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RESUMEN

Actualmente, en el tratamiento del carcinoma de laringe
e hipofaringe se opta por la realizacién de protocolo de
conservacion de érgano frente a la cirugia para preservar la
integridad del érgano fonatorio laringeo. Hemos comparado
la supervivencia y mortalidad de ambos tratamientos en los
pacientes diagnosticados de carcinoma estadio IV en los
anos 2014-2015 en el hospital universitario Miguel Servet
de Zaragoza. No existen diferencias estadisticamente signifi-
cativas entre ambos tratamientos en nuestros pacientes por
lo que es correcto optar por la preservacion de 6rgano en
lugar de la cirugia.

PALABRAS CLAVE:

Supervivencia, mortalidad, carcinoma laringe estadio |V, pro-
tocolo de conservacion de érgano.

SUMMARY

Nowadays, the standardized treatment of the hypopharynx
and larynx cancer is the organ conservation protocol in front
of the surgery to preserve the larynx. We have compared the
survival and the mortality of both treatments of the patients
with IV stadium cancer of hypopharynx and larynx diagnosti-
cated in 2014 and 2015 in Miguel Servet University Hospital.
The are not statistical differences between both treatments
in our patients so it's correct to prefer the organ preservation
protocol in front of the surgery.

KEY WORDS:

Survival, mortality, stadium IV larynx cancer, organ conser-

vation protocol.

Objetivos

Analizar la respuesta tumoral, la recidiva local y la
supervivencia en los pacientes sometidos a el protocolo de
conservacién de érganos y compararlas con los resultados
publicados, tanto con la laringectomia total, como con el
tratamiento con quimioterapia y radioterapia, realizado por
otros autores.

Material y Métodos

Se han analizado los pacientes diagnosticados de can-
cer con afectaciéon de laringe e hipofaringe (laringe glotica,
laringe supraglotica, laringe subglética e hipofaringe) esta-
dio IV de nuestro centro en los afios 2014 y 2015.

El andlisis estadistico se ha realizado mediante el pro-
grama estadistico Jamovi 1.2.22. Para ello se aplicé una
prueba de chi cuadrado (x2) y la prueba exacta de Fisher
para el anélisis de la mortalidad; y un estimador de Kaplan-
Meier para generar curvas de supervivencia, siendo estas
comparadas mediante el test de Log-Rank.
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Resultados

Se presentaron 427 pacientes en el comité de tumores
por parte de Otorrinolaringologia en el hospital universitario
Miguel Servet. De estos, 41 fueron diagnosticados de cancer
de hipofaringe y faringe en estadio IV. Fueron excluidos 2
pacientes por falta de informacion.

De los 39 pacientes, 36 eran varones y 3 mujeres.
Actualmente han fallecido 29 pacientes (74,4%). La media-
na de seguimiento ha sido de 599 dias, 2262 dias en los
pacientes vivos y 395 en los muertos.

La edad media de los pacientes estudiados fue de 584
afnos con un rango intercuartilico de 15,8 arios.

Al respecto de las localizaciones, 24 fueron de supraglo-
tis (79,5%), 8 de glotis-subglotis (205%) y 7 de hipofaringe
(179%). No existen diferencias en cuanto a la supervivencia
(p 0,309) y mortalidad (p 0,086), si bien, cabe destacar
que el 100% de los pacientes con localizacion hipofaringea
estdn muertos, mientras que los de otras localizaciones no
(75% de supraglotis y 50% de glotis-supraglotis).
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Analizando el estadiaje tumoral (TNM, T, N, M, estadio
tumoral), no se observaron diferencias estadisticamente
significativas en la mortalidad en ninguno de las variables.
En cambio, si que se observaron diferencias en cuanto a la
supervivencia segun el tipo de estadiaje (p Log-Rank <0,01).
El estadio IVA (local moderadamente avanzado) mostré
una supervivencia media de 736 dias, el IVB (local muy
avanzado) de 297 dias, y el IVC (diseminado) de 252 (Fig. 1).
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Figura 1: se muestra la gréfica de Kaplan-Meier resultante de la comparacién de
supervivencia entre los diferentes subestadios tumorales. Los pacientes con estadio
IV A (azul) muestran una mayor supervivencia en comparacién con los IVB (gris) y
IVC (amarillo).

Analizando las causas de muerte, 22 de los pacientes
murieron a causa del tumor (recidiva o diseminacién) mien-
tras que 7 por causas ajenas al tumor. NO existieron dife-
rencias estadisticamente significativas entre las diferentes
causas de muerte (p x2 0,123). En cambio, la edad al inicio
del tratamiento si que fue influyente en la causa de muerte
(p T-Student 0,003), siendo mas frecuente la muerte por
causa no tumoral en los pacientes maés ancianos (Fig. 2).

Causas de muerte no tumoral:

- Accidente cerebrovascular (2)

- Neumonia (1)

- Volvulo (1)

- Céncer pulmon (1)

- Toxicidad por quimiorradioterapia (Mucositis G2-3 y ano-
rexia) (1)
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Figura 2: se muestra una figura de distribucion de mortalidad respecto a la edad
de los pacientes estudiados. Se observa que los pacientes con mayor edad tienen

maés riesgo de muerte no tumoral. En la parte de abajo se muestran las causas de
muerte no tumoral.

Se realizaron 2 clasificaciones respecto al analisis del
tratamiento recibido. La clasificacién 1 diferencia entre los
que han recibido cirugia (IQ) y los que han recibido pro-
tocolo de conservacion de érgano (PCO). Respecto a la
clasificacion 2, se diferencia entre los que han recibido PCQO,
IQ y los que comenzaron PCO pero no hubo respuesta por
lo que se paso a realizar cirugia (PCO-IQ).

No existieron diferencias estadisticamente significativas
en cuanto a la mortalidad y la supervivencia de los pacien-
tes en ninguna de las clasificaciones (Fig. 3).

CLASIFICACION 1

Survival Probabilities

Time (Days)

Clasificacion 1: segun se interviniera (1Q) o
se realizara PCO:

- 101Q

- 29PCO

p x2 mortalidad: 0,636
P Log-Rank supervivencia: 0,754

Mediana supervivencia:
- 1Q =444 dias
- PCO=374dias

CLASIFICACION 2

Survival Probabilities

0 500 1500 2000 2500
Time (Days)

Clasificacion 2: segtin 1Q, PCO o se iniciara
PCO con QT de induccién y no hubiera
respuesta, transformandose en IQ (PCO-1Q)
- 71Q
- 39PCO
- 3PCO-IQ
p x2 mortalidad : 0,732
p Log-Rank supervivencia: 0,927

Mediana supervivencia:
- 1Q =481 dias
- PCO=374dias
- PCO-IQ =379 dias

Figura 3: se observa los andlisis de supervivencia y mortalidad en los dos tipos de
clasificaciones segun intervencién. En ambos grupos se observa una supervivencia
similar en la curva de Kaplan-Meier; y una mortalidad que no es estadisticamente
significativa en cuanto al tratamiento se refiere.
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Discusion

Primeramente, cabe destacar que el nimero de paciente
sobre los que se ha hecho un estudio es escaso, siendo sola-
mente el 14% de los pacientes que se presentan en el comité.
Esto es debido a lo acotado de las condiciones para ser acep-
tados (estadio IV) y al poco tiempo estudiado (2014 y 2015).

Por otro lado, es notoria la mayoria masculina de los
pacientes masculinos presentados (92%) debido, segura-
mente, al peor estilo de vida del género masculino hace
aproximadamente medio siglo. En nuestro caso no existen
diferencias estadisticamente significativas entre ambos
sexos. Sin embargo, hay estudios que muestran que las
mujeres tienen mas supervivencia global y supervivencia
especifica de la enfermedad que los hombres2 Esto se
explicaria por el escaso numero de pacientes de nuestra
muestra, en concreto, de pacientes de género femenino.

En cuanto a las caracteristicas de los cénceres, afor-
tunadamente, a pesar de que el estadio IV es un estadio
avanzado, la mayoria de los pacientes es diagnosticado es
estadio IVA, es decir, enfermedad local moderadamente
avanzada. La incidencia de los diferentes subestadios va
disminuyendo con la gravedad del mismo. Esto es debido a
que el cancer de laringe es un cancer notorio con capacidad
de ser diagnosticado tempranamente por su sintomatologia
especifica (siendo la disfonia la mas caracteristica pero
también pudiendo ocurrir cambios de voz, ronquera, fatiga
respiratoria y disnea)’. En nuestro caso asi ocurre, siendo
diagnosticados en estadios avanzados (IV) sélo el 13 % de
los pacientes y, de estos, la incidencia disminuye segun la
gravedad, siendo el 82,1 % clasificados como IVA.

En nuestro caso, la mortalidad global a los 5 afios fue
del 74,6%. Esto concuerda con las cifras estandares de
supervivencia, donde hay una supervivencia entre el 25 y el
59% segun las series observadas®. Destacar que la mayoria
de estudios de mortalidad clasifican la mortalidad general
del cancer (estadio del | al IV) sin subclasificarlos segun
el estadio, siendo, probablemente mayor, la mortalidad en
estadios avanzados.

El tipo de tumor con mas mortalidad es el localizado en
la hipofaringe, si bien, en nuestro caso no existen diferencias
estadisticamente significativas entre las diferentes localiza-
ciones tumorales. Resaltar que el 100% de los canceres de
hipofaringe habian fallecido a los 5 afios frente al 688% del
resto de canceres. Estas cifras, la proximidad de p al valor
de significacién (0,086) y el numero escaso de nuestra
muestra haria sospechar, sin confirmarlo, que la mortalidad
de los canceres de hipofaringe es mayor al del resto de
localizaciones*.

El cancer de laringe es mas frecuente, en nuestra mues-
tra, en hombres que en mujeres (92% vs 8%, respectiva-
mente). Esto concuerda con la incidencia por sexo en otras
publicaciones, estand alrededor del 10% la incidencia en el
sexo femenino247.
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El estadio tumoral por separado parece aumentar la
mortalidad de los pacientes en los diferentes articulos de la
literatura® ™. El problema de estas revisiones es que gene-
ran estudios univariantes de supervivencia segun una sola
caracteristica (T,N, M) en todos los pacientes (desde estadio
| a IV). En nuestro caso ya partimos de una clasificacion de
estadio 1V, localmente avanzada y con una mortalidad alta.
En las diferencias entre las diferentes subclasificaciones
(IVA, IVB, IVC) respecto a la mortalidad no son estadisti-
camente significativas. En cambio, al hacer un anélisis de
supervivencia, si que existen diferencias estadisticamente
significativas al aplicar la prueba de Log-Rank (p<0,007),
siendo peor la supervivencia segun peor fuera el estadio
tumoral.

El realizar un proceso terapéutico u otro dependerd
del estadiaje TNM y morbilidad del paciente al que se le
va a intervenir (contraindicacién o no de quimioterapia
y/o radioterapia). En nuestro hospital solemos empezar
primeramente por la opcion de protocolo de conservacién
de o6rgano (PCO), siendo 32 de los 39 pacientes (82%)
los que iniciaron PCO, de los cuales 3 se reconvirtieron a
intervencion quirtrgica por el fracaso de la quimioterapia
de induccién. Esto muestra como en nuestro hospital prefe-
rimos intentar que nuestros pacientes tengan la opcién de
mantener el habla tras el tratamiento con intencidn curativa,
desplazando a un segundo plano la opcién quirdrgica.

Comparando la supervivencia entre pacientes de ambas
clasificaciones (PCO vs IQ y PCO vs 1Q vs PCO-IQ) no
existen diferencias estadisticamente significativas en cuan-
to a la supervivencia a largo plazo. La literatura hace afios
que ha demostrado este hecho y es por lo que se continva
haciendo dicho PCO en preferencia a la Q™.

Por Ultimo, las causas de mortalidad en los pacientes
intervenidos fueron muy variables, predominando la reci-
diva tumoral frente a patologia no tumoral (75,9 vs 24,1 %,
respectivamente). Cabe destacar que la edad fue un factor
importante en este ambito, dado que existian diferencias en
cuanto a la edad y el tipo de muerte. Predomina la muerte
por recidiva en los pacientes mas jovenes (alrededor de
los 60 afos) frente a la muerte no tumoral en los més
ancianos (alrededor de 75 afios). Dado que las causas no
tumorales (ACV, neumonias, vélvulo, toxicidad quimiorradio-
terapia, cancer de pulmdn) son maés agresivas y frecuentes
en pacientes fragiles (méas ancianos) es mas probable la
mortalidad no relacionada con el tumor frente a la causada
por el mismo.

Conclusiones

El cancer faringolaringeo mas frecuente en varones.

Incidencia estadio IV es baja, disminuyendo al aumentar
estadiaje (IVA 82,1%, IVB el 12,8% y IVC el 51%).
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La mortalidad generada en los cénceres con estadio IV
es muy elevada (74,6%), no existiendo diferencias de mor-
talidad entre los subtipos, pero si de supervivencia (IVA 736
dias de media, IVB 297 dias y IVC 252 dias).

Los canceres localizados en hipofaringe presentan una
mayor mortalidad (100%) respecto al resto de localizacio-
nes (75% supraglotis y 50% transglotis) aunque sin ser
estadisticamente significativo.

La probabilidad de fallecer por causa tumoral es menor
cuanto mayor es el paciente.

Analizando el tipo de tratamiento recibido (PCO vs 1Q/
PCO vs 1Q vs PCO-IQ), no se mostraron diferencias en
cuanto a mortalidad y supervivencia.

El nUmero de pacientes estudiados es insuficiente para
sacar conclusiones.
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RESUMEN

Los corticoides tépicos intranasales han demostrado ser la
forma mas eficaz de tratamiento farmacolégico para la rinitis
alérgica. Algunos autores cuestionan su seguridad debido a
los posibles efectos sistémicos, pudiendo inducir aumentos
de la presion intraocular y glaucoma. Partiendo de este plan-
teamiento iniciamos un estudio con el objetivo de identificar
posibles aumentos de la PIO en pacientes sin antecedentes
oftalmolégicos tras un mes de tratamiento con corticoides
topico intranasal. Durante el estudio no se encontré aumen-
to significativo de la presion intraocular coincidiendo este
hallazgo con otros similares, sin embargo, es preciso la rea-
lizacion de més estudio con un mayor nUmero de pacientes
y un control por parte de oftalmologia de los pacientes en
tratamiento con corticoides topico a largo plazo.

PALABRAS CLAVE:

Presion intraocular, corticoides topicos intranasal, glaucoma,
rinitis.

SUMMARY

Topical intranasal corticosteroids have been shown to be the
most effective form of pharmacological treatment for allergic
rhinitis. Some authors question its safety due to the possible
systemic effects, which can induce increases in intraocular
pressure and glaucoma. Based on this approach, we began
a study with the aim of identifying possible increases in IOP
in patients with no ophthalmological history after one month
of treatment with topical intranasal corticosteroids. During
the study, no significant increase in intraocular pressure was
found, this finding coinciding with other similar ones.However,
it is necessary to carry out more study with a greater number
of patients and a control by ophthalmology of patients under
treatment with topical corticosteroids long-term.

KEY WORDS:

Intraocular pressure, intranasal topical corticosteroids, glau-
coma, rhinitis.

Introduccién

Durante las Ultimas décadas, los corticoides tdpicos
intranasales (CTIN) han demostrado ser la forma mas
eficaz de tratamiento farmacoldgico para la rinitis alérgi-
ca2. Sus potentes propiedades antiinflamatorias afectan
directamente los mecanismos fisiopatologicos de la infla-
macién nasal34. Mdltiples ensayos clinicos controlados con
placebo en adultos y nifios han demostrado su eficacia en
la reduccién de los sintomas nasales, incluidos los estornu-
dos, la picazon, la rinorrea y la congestién3; por ello, ademés
de formar parte del tratamiento de primera linea para la
rinitis5¢ son ampliamente utilizados en el tratamiento de la
rinosinusitis crénica con poélipos nasales”.

La seguridad y eficacia de los CTIN estan bien estable-
cidas*, muchos autores refieren que estos suelen ser mas
eficaces que los antihistaminicos orales para el tratamiento
de la rinitis alérgica’e8. Sin embargo, hay algunos que cues-
tionan si los CTIN se deben utilizar debido a los posibles
efectos sistémicos, como ocurre con los corticoides orales'.
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El tratamiento prolongado con corticoides orales puede
aumentar el riesgo de cataratas subcapsulares posteriores
o glaucoma de angulo abierto?. El glaucoma es la segun-
da causa principal de disminucion de la vision® y de las
primeras causas de ceguera irreversible en el mundo®o™,
Representa un grupo de enfermedades oculares con una
triada caracteristica de elevacién de la presion intraocular
(PIO), dafio del nervio 6ptico y pérdida de campo visual. El
aumento de la PIO en pacientes susceptibles causa dafio
directo al nervio éptico que implica la pérdida de células
ganglionares de la retina®. El caracteristico aumento de
la excavacion del nervio conduce a pérdida progresiva de
campo visual periférico que eventualmente puede conducir
a la ceguera irreversible, si no se tratas.

Por tanto, es fundamental conocer no sélo sus caracte-
risticas farmacoldgicas, sino también sus posibles efectos
secundarios y contraindicaciones™. A partir de ello nos
planteamos identificar posibles aumentos significativos de
la PIO en pacientes sin antecedentes oftalmoldgicos tras
un mes de tratamiento con CTIN, usando de referencia 21
mmHg como valor méaximo aceptado de normalidad™™,
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Objetivos

Identificar posibles aumentos significativos de la PIO en
pacientes sin antecedentes oftalmoldgicos tras un mes de
tratamiento con CTIN.

Material y Métodos

Se realiz6 un estudio longitudinal de tipo prospectivo
para valorar el riesgo de los CTIN y su posible efecto sobre
la PIO. Para ello se identificaron 16 ojos de 8 pacientes sin
antecedentes de patologia oftalmoldgica y sin antecedentes
de aumento de la PIO que, tras valoracion otorrinolaringo-
l6gica iniciaran una pauta de CTIN (avamys 275 mcg por
pulverizacién o budesonida 100 mcg; ambos con pauta
estandar recomendada de 2 pulverizaciones por dia), siendo
remitidos previo a su inicio de tratamiento al servicio de
oftalmologia para valoracién oftalmolégica y toma inicial
de la PIO en horario matutino, con el objetivo de medicién
de esta antes del inicio de tratamiento y repetir valoracion
un mes después de su uso.

Resultados

El tamafio muestral inicial fue de 26 ojos de 13 pacien-
tes que inician tratamiento con corticoides nasales, de los
cuales 5 pacientes no acuden a la sequnda toma de presién
intraocular, por lo cual se excluyen del estudio. No pudiendo
continuar con el estudio y valoracién de nuevos pacien-
tes, por verse marcada la investigacién con el inicio de la
pandemia ocasionada por el COVID 19 (Tabla 1), afectando
asi la poblacién representativa del estudio en el aporte de
evidencia.

Tabla I: NIVELES DE PIO INICIAL Y AL MES DE TRATAMIENTO CON CTIN.

La PIO media para cada par de ojos era 154 +/- 43
mmHg (rango: 9-235 mmHg) para el examen uso pres-
teroide, 180 +/- 38 mmHg (rango: 12-245 mmHg), pre-
sentando en la toma control 14,8 +/- 34 mmHg (rango:
95-22,0 mmHg). Con estos datos preliminares se observa
que no hay un aumento significativo de la PIO en los
pacientes del estudio.

Discusion

Los corticoides son farmacos frecuentemente utilizados
en patologia de cabeza y cuello debido a su importante
poder antiinflamatorio™,  Presentan multiples efectos
secundarios'; uno de estos el glaucoma de angulo abierto
que aparece por el uso prolongado de glucocorticoides. Son
particularmente susceptibles los pacientes glaucomatosos,
sus familiares de primera linea, los que reciben altas dosis y
tratamiento prolongado. De ahi la recomendacion por algu-
nos autores de que los pacientes que reciben glucocorticoi-
des por via sistémica por un periodo mayor a 3 semanas
deben ser supervisados por un oftalmdlogo periédicamente,
siendo el glaucoma una contraindicacion absoluta para su
uso™.

En 1994, Opatowsky y Col. informaron de dos pacientes
en los que la iniciacién de dipropionato de beclometa-
sona intranasal resultd en aumento de la PIO. En ambos
casos, los pacientes no tenfan antecedentes personales o
familiares de glaucoma, y el aumento de la PIO fue lo sufi-
cientemente elevada como para justificar la iniciacion de la
medicacion para el glaucoma. Con la suspensién del CTIN
la PIO volvié a un rango normal, manteniéndose incluso
después de la interrupcién de los medicamentos contra el
glaucomas.

No. de Edad Sexo Diagnéstico PIO inicial | PIO al mes
Paciente op/0l ob/ol
1 42 Mujer Rinitis alérgica 18/19 17/17
2 43 Mujer Rinitis alérgica 13/13 12/12
3 66 Varén Congestion nasal 20/20 20/21
4 23 Varén Rinitis cronica 14/14 12/12
5 27 Varén Insuficiencia respiratoria nasal 20/20 17/18
6 77 Varén Insuficiencia respiratoria nasal 20/21 18/18
7 56 Mujer Ototubaritis 16/15 17/16
8 24 Mujer Otitis media serosa 15/14 12/1

OD: ojo derecho, Ol: Ojo izquierdo. PIO: presion intraocular.
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Buit y Col. en 2005 realizaron una revision retrospectiva
de historia clinica de pacientes con glaucoma que usaban
esteroides nasales. Se determiné la PIO promedio para
cada par de ojos para el uso preesteroides, uso de esteroi-
des y 2 exdmenes consecutivos de uso postesteroides. Se
identificaron veinticuatro ojos de 12 pacientes con pautas de
esteroides intranasales, observando una reduccién signifi-
cativa de la PIO con la suspensién de los CTIN en pacientes
con glaucoma. Concluyen que estos pueden contribuir al
aumento de la PIO, y que se justifica la pregunta de si un
paciente tiene glaucoma antes de iniciar la medicacién’.

Seiberling y Col. en 2013 realizaron un estudio prospec-
tivo en dos grupos de pacientes con rinosinusitis crénica y
poliposis nasosinusal tratados con budesonida para valorar
el riesgo de los CTIN y el efecto sobre la PIO. Al igual que
en nuestro estudio se excluyeron los pacientes con antece-
dentes de PIO elevada o glaucoma. Obteniendo resultados
similares a nuestro estudio. Concluyeron que la budesonida
intranasal administrada por un periodo de al menos 1 mes
no parecen aumentar la PIO”.

En la misma linea, Valenzuela y Col. en 2019 realizaron
una revision bibliogréafica sobre el uso de los CTIN en la
rinitis y su efecto sobre la PIO, las cataratas o el glaucoma.
Encontrando como resultados un total de 484 estudios y
10 ensayos controlados aleatorios que cumplieron con los
criterios de inclusion. El metanalisis de 2226 pacientes
reveldé que el riesgo relativo de PIO elevada en los que
recibieron CTIN fue de 2,24 (IC del 95%: 0,68 - 7.34) en
comparacién con el placebo. El aumento absoluto de la
incidencia de PIO elevada en pacientes que utilizan CTIN
en comparacion con placebo fue del 0,8% (IC del 95%:
0% - 16%). No hubo casos de glaucoma tanto en los
grupos de placebo como en los de CTIN a los 12 meses.
Concluyeron que el uso de CTIN no se asocia con un
riesgo significativo de elevacién de la PIO o de desarrollar
una catarata subcapsular posterior en pacientes con rinitis
alérgica y no se notificaron casos de glaucoma a los 12
meses. Sin embargo, agregaron que los estudios futuros
deben evaluar formalmente el glaucoma en lugar de utili-
zar las medidas de la PIO como un sustituto.

Mohd Zain y Col tambien en 2019 realizaron un estudio
en el que incluyeron 100 ojos de 50 pacientes en tratamien-
to con CTIN a largo plazo (> 2 afos) para la rinitis alérgica
y 90 ojos de 45 controles. Se excluyeron los pacientes
que tomaban otras formas de esteroides y los factores de
riesgo de glaucoma. Se midio la PIO y se tomaron fotos del
disco Optico estereoscopico no midriatico de cada ojo. En
estos observaron que el uso prolongado de CTIN causa un
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aumento estadisticamente significativo de la PIO en pacien-
tes con rinitis alérgica, aunque no se observaron cambios
significativos en el disco glaucomatoso. Los autores sugie-
ren tras su hallazgo que los pacientes con uso prolongado
de CTIN se sometan a un examen ocular anual para con-
trolar la elevacion de la PIO y que aquellos con factores de
riesgo adicionales de glaucoma se controlen de cerca para
detectar glaucomae.

Claramente, parece que no hay consenso en cuanto
a si los CTIN verdaderamente impactan en la PIO. Varios
estudios declaran que en dosis adecuadas son seguros
para el uso en pacientes'. La pregunta sigue siendo si este
impacto, incluso si sélo un ligero aumento de la PIO, es
significativa para justificar cualquier cambio en las préacticas
de tratamiento, sobre todo en pacientes sin antecedentes
personales o familiares de glaucomas.

La reversibilidad de la elevacion de la PIO inducida por
esteroides también ha sido expuesta. En general, la PIO vol-
vera a la normalidad dentro de 2 a 4 semanas después de
la interrupcion del farmacos™, pero cualquier pérdida visual
que se origine durante su uso es de caracter permanente™.

Limitacién del Estudio

El estudio se vio afectado en cuanto al nUmero de casos
al incidente ocasionado por la pandemia del Covid 19, sien-
do preciso paralizar la continuidad de este por el riego que
representa la toma de la presién intraocular tanto para el
médico como para el paciente, a espera de continuar con el

estudio una vez controlada la pandemia.

Conclusiones

Podemos concluir que no estd muy clara la relacion
entre el uso de corticoides inhalados y el incremento de
PIO, sin embargo, todo paciente que utilice los corticoi-
des inhalados a medio o largo plazo deberd controlar su
presion intraocular de manera peridédica mientras dure el
tratamiento y ser prescritos con cautela especialmente en
pacientes con factores de riesgo y con glaucoma, donde
podria ser recomendable realizar controles de PIO durante
el tratamiento.

Esta serie de casos tiene algunas limitaciones, sin
embargo marca un antecedente para evaluaciones futuras
y realizacion de estudios de casos control con un periodo
de seguimiento mas amplio, que permita aportar evidencias
que valoren el posible efecto de los corticoides.
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RESUMEN

La displasia fibrosa es una alteracién 6sea benigna cuya
afectacién a nivel nasal es poco frecuente. El tratamiento
dependeré de la sintomatologia, optando por actitud expec-
tante en casos asintomaticos o por cirugia endoscopica si
presentan clinica nasal. Presentamos el caso de una pacien-
te con displasia fibrosa del cornete inferior derecho.

SUMMARY

Fibrous dysplasia is a benign bone disorder whose nasal
involvement is rare. The treatment will depend on the symp-
toms, opting for an expectant attitude in asymptomatic cases
or for endoscopic surgery if they present nasal symptoms.
We report the case of a patient with fibrous dysplasia of the
right inferior turbinate.

PALABRAS CLAVE: KEY WORDS:

Displasia fibrosa, cornete inferior. Fibrous displasia, inferior turbinate.
o J o J
Introduccién por lo que la endoscopia nasal puede objetivar una lesién

La displasia fibrosa es una entidad benigna caracteri-
zada por un reemplazo progresivo de la estructura ésea
normal por tejido fibroso y dseo inmaduro’23. Constituye el
75% de las neoplasias dseas benignas. Sequn su extensidn,
puede ser monostotica si afecta a un solo hueso (75-80%),
o poliostética si afecta a varios (20-25%)'2 La forma
monostdtica afecta méas frecuentemente a costillas, fémur
y tibia, sin predominancia por sexo y aparece entre la 22 y
32 década. La forma poliostotica predomina en mujeres, y
en un pequeno porcentaje de casos puede acompanarse de
alteraciones de la pigmentacion cutédnea y endocrinopatias
constituyendo el sindrome de McCune-Albright'23, Estudios
moleculares sugieren que pueda tratarse de una enferme-
dad genética no hereditaria debida a una mutacion espora-
dica en el gen GNAS1 del cromosoma 20, que codifica la
subunidad alfa del receptor de la proteina G estimulante, el
cual esté presente en tejidos como hueso, piel, ovarios, tiroi-
des e hipdfisis, por lo que estos tejidos pueden verse afec-
tados como ocurre en el sindrome de McCune-Albright'2

La afectacion craneofacial es més habitual en la forma
poliostética (50-100%) en comparacién con la monosto-
tica (10-30%), y aparece tipicamente alrededor de los 10
afnos, creciendo hasta la edad adulta. La localizacién més
frecuente es el maxilar y la mandibula, sequidos de los hue-
sos frontal, parietal y occipital'2®. La mayoria de pacientes
son asintométicos al inicio y se diagnostica como hallazgo
casual?4, Sin embargo, la afectacién nasosinusal es infre-
cuente y concretamente a nivel turbinal es muy rara’2345, y
suele ser sintomética, pudiendo presentar obstruccién nasal,
epistaxis, cefaleas, proptosis, diplopia, anosmia y sinusitis'24,
La enfermedad tiene un patrén de crecimiento submucoso,
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ocupante de espacio cubierta de mucosa normals.

Caso Clinico

Mujer de 58 afios, con antecedentes de intolerancia
a metamizol, hipertensién arterial, dislipemia, reflujo gas-
troesofégico, incontinencia urinaria, tabaquismo, intervenida
de funduplicatura de Nissen, rétula izquierda con paralisis
secundaria de extremidad inferior izquierda y posterior
colocacién de neuroestimulador medular, e inyeccién intra-
vesical de botox.

Consulta por insuficiencia respiratoria nasal bilateral
sobre todo nocturna, acompafnada de rinorrea acuosa-
mucosa, estornudos, prurito nasal y cefaleas frontales.

A la exploracién se aprecia desviacion septal anterior
hacia fosa nasal izquierda y posterior hacia fosa nasal dere-
cha, con hipertrofia de cornete inferior derecho.

Se realiza prick test que resulta positivo a epitelio de
gato y perro, pero dado que la paciente no tiene contacto
con dichos animales se descarta la opcién de inmunote-
rapia.

Solicitamos radiografia de fosas y senos sin objetivar
sinusopatia, por lo que ante la persistencia de la clinica se
decide turbinoplastia por radiofrecuencia. Durante la inter-
vencioén, se constata un aumento de tamario del cornete a
expensas de componente 6seo, sin hipertrofia mucosa, que
impide dicha técnica.
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En el postoperatorio tardio la paciente comienza con
algia facial derecha. Solicitamos TAC de fosas y senos en
el que aparece engrosamiento del cornete inferior derecho
con ocupacién nodular heterogénea de elevada densidad de
14 x 35 x 2 cm sugestiva de benignidad.

Figura 1: TC de fosas y seno paranasales donde se observa la hipertrofia de cornete
inferior derecho, en corte axial (izquierda), y coronal (derecha).

Finalmente se realiza septoplastia endoscopica y turbi-
nectomia inferior derecha mediante aspirador ultrasénico
(Sonopet®), colocando taponamiento anterior bilateral 48
horas y laminas de silicona bilaterales 12 dias.

El resultado anatomopatolégico es de pieza de 4,4 x
18 x 1,6 cm donde objetivan lesién mesodérmica primaria
6sea con caracteristicas morfoldgicas acordes con displasia
(osteo) fibrosa.

El postoperatorio cursa sin complicaciones y la evolu-
cién clinica ha sido satisfactoria.

Discusion

A nivel analitico, la fosfatasa alcalina sérica y la hidroxi-
prolina en orina aparecen elevadas en el 75% de pacientes
en la fase aguda’2

En cuanto a la histologia, se observa tejido fibroso y
trabéculas 6seas irregulares sin existir la estructura laminar
normal'2s,

Radiolégicamente, las lesiones se clasifican en 3 patro-
nes: vidrio esmerilado (56%), uniformemente esclerético
(23%) y quistico (21%)'25. La radiografia se emplea como
prueba inicial y suele sugerir el diagnéstico, sin embargo, se

requieren pruebas que aporten mas detalles anatémicos.
En la TC la imagen puede variar desde cambios esclerd-
ticos uniformes hasta lesiones osteoliticas focales, y en la
RM las lesiones suelen ser hipointensas en T1y variables
en secuencias T2 ponderadas, dependiendo del grado de
mineralizacion del tejido 6seo. La gammagrafia dsea es Util
en la forma poliostética para identificar la distribucion de
las lesiones??3,

El diagndstico diferencial debe realizarse principalmente
con el fibroma osificante y lesiones de origen condrogéni-
co'.

Respecto al manejo, en lesiones asintomaticas, estables,
que no producen deformidades ni deterioro funcional, se
recomienda seguimiento. Sin embargo, lesiones sintomati-
cas pueden ser subsidiarias de actuacion quirirgica depen-
diendo de su extension, crecimiento y afectacion funcional
o estética'?*4. A nivel nasal, la mayoria de casos se pueden
abordar mediante cirugia endoscopica®. La afectacion ais-
lada del cornete inferior no predispone a problemas en el
manejo quirdrgico dadas sus relaciones anatémicas, pero
en el caso del cornete medio o superior, la lamela lateral o
basal, aumenta la morbilidad quirtrgica por su relacién con
la ldmina cribosa y base de craneo’.

El pronéstico de la displasia fibrosa es generalmente
bueno, con peores resultados en pacientes jovenes y en
formas poliostéticas. La recidiva es rara, pero las lesiones
pueden presentar un crecimiento insospechado si se extir-
pan durante la fase activa de crecimiento®?. Se ha descrito
la transformacién sarcomatosa espontanea, pero es muy
infrecuente (menos del 1%), y ocurre en pacientes que han
recibido radioterapia previa'?3.

Conclusiones

La displasia fibrosa afecta muy raramente a los cornetes
nasales. En el diagnéstico son esenciales las pruebas de
imagen para valorar las relaciones anatémicas. El trata-
miento es quirlrgico y a nivel nasal generalmente mediante
abordaje endoscodpico, excepto en pacientes asintomaticos
y lesiones estables en los que puede realizarse seguimiento.
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RESUMEN SUMMARY

El sindrome de Lemierre, también conocido como sepsis
post-angina, se caracteriza por un cuadro que consiste en
una bacteriemia con trombosis de la vena yugular interna y
desprendimiento de émbolos sépticos metastésicos.

Se relaciona principalmente con infecciones de origen oro-
faringeo. En este caso clinico reportamos el desarrollo de un
sindrome de Lemierre complicado con extensién medias-
tinica por Streptococcus constellatus, de probable origen
orofaringeo. El objetivo de estas lineas es hacer una revisién
de la literatura acerca de la epidemiologia y manejo clinico
de los pacientes con sindrome de Lemierre.

PALABRAS CLAVE:

Sindrome de Lemierre, trombosis, émbolos sépticos,
Streptococcus Constellatus.

Lemierre’s syndrome, also known as postanginal sepsis,
is characterized by bacteremia with internal jugular vein
thrombosis and releasement of metastatic septic emboli. It
is mainly related to oropharyngeal infections. In this clinical
case we report the development of a complicated Lemierre’s
syndrome with mediastinal extension due to

Streptococcus constellatus. The aim of these lines is to
review the literature regarding epidemiology and clinical
management of patients with Lemierre’s syndrome.

KEY WORDS:

Lemierre’s syndrome, trombosis, septic emboli, Streptococcus

Constellatus.

Introduccién

Paciente varén de 40 afios sin antecedentes médicos
de interés, que acude al servicio de urgencias por cuadro
de reciente aparicién de expectoracién hemoptoica. Dos
semanas antes habia presentado clinica de odinofagia y
sensacién de disfagia con fiebre termometrada de més de
389, intensa astenia y sudoracién nocturna. Por ello, habia
acudido a su centro de salud e iniciado tratamiento anti-
bidtico. Las consultas sucesivas de revision se realizaron
via telefénica. Ante la persistencia de la clinica e inicio de
expectoracion hemoptoica con coagulos decide acudir a
urgencias para valoracion.

Tras una primera evaluacion y analitica general en el
servicio de urgencias, segun la escala SOFA, impresiona
de posible cuadro séptico (SatO2 97% con gafas nasales
a 2 litros, plaquetas 46.000 y PAM 56 mmHg). El paciente
inicia una trombopenia por consumo y gran elevacion de
parametros de reaccion aguda por lo que ingresa en el ser-
vicio de medicina interna para estudio. Durante el ingreso
se solicita TC cérvico-téraco-abdominal donde objetiva
coleccion carotidea derecha con extension mediastinica y
trombosis venosa de la yugular y tronco braquiocefalico
derecho (Fig. 1).
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Figura 1: A) Coleccion cervical profunda con extension pericarotidea derecha y en
contacto con vena yugular interna. Diseminacién mediastinica. Trombosis vena yugu-
lar interna y del tronco venoso braquiocefalico derecho.
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Figura 1: B) Coleccion retroesternal con puente mediastinico y diseminacién a espa-
cios para/retro-faringeos

Sesolicitacolaboracién al servicio de Otorrinolaringologia
del hospital y quienes tras una fibrolaringoscopia que resulta
normal y teniendo en cuenta los hallazgos del TC se decide

intervencion quirdrgica en dos tiempos: cervicotomia-
traqueotomia y toracotomia de urgencias junto con el
servicio de Cirugia torécica. En los hemocultivos y muestras
microbioldgicas de las secreciones obtenidas en quiréfano
se aisla Streptococcus constellatus por lo que se inicia tra-
tamiento con Piperacilina/tazobactam y clindamicina.

El paciente presenta una evolucién favorable en planta,
sin embargo a los 6 dias inicia episodios de dolor toracico
de caracteristicas pleuriticas y desaturaciones. Se realiza
ECG y ETT (ecocardiograma transtoracico) que resultan
anodinos. Ante la sospecha de persistencia del proceso
subyacente, se repite TAC cérvico-toracico que pone en
evidencia lesiones pseudonodulares pulmonares bilaterales
muy sugerentes de émbolos sépticos

Figura 2: Corte axial de TC en ventana de partes blandas. Lesiones pulmonares
pseudonodulares rodeadas por un halo periférico altamente sugestivas de émbolos
sépticos.

Se reajusta tratamiento antibiético para cubrir endo-
carditis y pauta anticoagulante. Presenta una recuperacién
favorable con buen estado general y resolucion aparente del
cuadro. Sin embargo, a los siete dias el paciente presenta un
hematoma masivo cervical por rotura longitudinal disecante
de la yugular interna derecha a nivel de la salida del tron-
co braquiocefalico. Se decide traslado a quiréfano donde
se realiza esternotomia para control del sangrado pero el
paciente entra en parada cardiorrespiratoria y finalmente
exitus.

Discusion

El sindrome de Lemierre es una urgencia otorrinola-
ringolégica con altas tasas de mortalidad que requiere
asistencia sanitaria precoz. Las circunstancias de pandemia
que han envuelto el transcurso de este caso, han estado
intrinsecamente relacionadas con el curso de los aconte-
cimientos. Los pacientes demoran la asistencia a centros
sanitarios por el miedo a poder infectarse y ademas desde
los centros de salud, se estad saturando el recurso de las
consultas telefénicas, lo que da lugar a diagnosticos tardios
y evoluciones desfavorables.

El sindrome de Lemierre, también conocido como
sepsis post-angina o necrobacilosis humana, fue descrito
por primera vez en 1936 por Lemierre como una infeccién
orofaringea, que en el plazo de 1-3 semanas se acompana
de una tromboflebitis séptica de la vena yugular interna con
posterior siembra de émbolos sépticos?.

La mortalidad en la era preantibiotica era mayor del
90%. Sin embargo, actualmente, tanto la incidencia como
la mortalidad de este sindrome han descendido sustancial-
mente. Casi en el 85% de los casos el origen es orofaringeo;
en concreto a nivel de la amigdala palatina.

Son muy pocos los casos en los que el punto de acceso
es un absceso odontogénico o una mastoiditis®.

Generalmente este sindrome se relaciona con el
microorganismo anaerobio Fusobacterium necrophorum,
microorganismo sapréfito de la cavidad de mucosa oral.
También se ha descrito relacién con Klebsiella pneumoniae,
Prevotella, Bacteroides, Streptococcus, Staphylococcus y
otras especies de Enterococcus™.

El sindrome de Lemierre suele afectar a adultos entre
16-25 afios sin patologia médica de interéss. El paciente
descrito presenta todas las manifestaciones tipicas de
un sindrome de Lemierre: coleccién cérvico-mediastinica,
tromboflebitis séptica de la yugular y del tronco braquio-
cefélico y embolismos sépticos pulmonares. En este caso
asociado a una bacteriemia por Streptococcus constellatus.

Clinicamente se suele manifestar como un cuadro de
fiebre, difagia, trismus, dolor en el cuello de forma unila-
teral. A nivel pulmonar el paciente puede referir disnea,
pleuritis o hemoptisisé. La trombosis de la yugular suele
pasar inadvertida, aunque puede manifestarse como dolor
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a la palpacion, inflamacién y/o induracién cervical a nivel
del angulo de la mandibula o del esternocleidomastoideo.
Existe elevacién de los pardmetros de inflamacién aguda.
Normalmente los pacientes desarrollan taquicardia, taquip-
nea, hipotensién y saturaciones por debajo de 95%, de ahi
el nombre de “sepsis post-angina”.

Se debe realizar un diagnéstico precoz con el fin de
garantizar la via aérea. Se aconseja realizar una traqueoto-
mia en las primeras horas junto con una buena exploracién
quirtrgica y desbridamiento. El drenaje mediante toracoto-
mia debe utilizarse cuando haya afectacién mediastinica.
Generalmente se suelen realizar mas de un desbridamiento
quirdrgico hasta llegar a controlar la infeccion.

A pesar de la trombosis de la vena yugular interna,
no existen estudios que demuestren que la ligadura de la
misma mejore la supervivencia/recuperaciong.

Los émbolos sépticos que se desprenden son altamente
resistentes a la penetracién por parte de los antibiéticos,
es por ello que se aconseja el uso de dos o tres familias
diferentes®. La combinacion de penicilina, carbapenem o
piperacilina/tazobactam a menudo en combinacién con
metronidazol es un terapia altamente eficaz. Actualmente
no se ha establecido la duracion optima del tratamiento,
esta debe individualizarse segun la gravedad del cuadro y
los resultados™™.

El uso de anticoagulantes, en concreto de heparina de
bajo peso molecular, si que parece que en casos en los que
se evidencia progresion de la trombosis, fiebre persistente
o hemocultivos positivos de repeticion a pesar de adecuado
tratamiento antibiético, mejora el prondstico de la trombo-
flebitis y de los émbolos sépticos™™*, No obstante, dada la
baja incidencia de este tipo de infeccion, no existen ensayos
clinicos que detallen los beneficios que supone el uso de
anticoagulantes. Se debe valorar el riesgo beneficio indivi-
dual y en el caso de iniciarla, mantenerla al menos durante
3 meses™.

Conclusién

Concluyendo, el sindrome de Lemierre es un cuadro con
altas tasas de mortalidad cuyo diagnéstico se suele demo-
rar, dada la baja incidencia y ausencia de criterios diagnds-
ticos unificados. Para el diagndstico se requiere un examen
clinico completo, conocimiento de la relacion entre infeccion
orofaringea y asociacion con sindrome de Lemierre, recoger
hemocultivos y muestras microbioldgicas lo antes posible
para iniciar el tratamiento antibidtico. Ademas se debe
evaluar la presencia de una posible trombosis de la vena
yugular preferentemente con imagenes de TC. Y por Ultimo,
en el tratamiento se debe combinar antibiéticos sistémicos,
drenaje de colecciones y valorar tratamiento anticoagulante.

O.R.L. ARAGON’2021; 24 (1)

Paginas 16-18

Bibliografia

1

Noy D, Rachmiel A, Levy-Faber D, Emodi O. Lemierre’s
syndrome from odontogenic infection: Review of the
literature and case description. Ann Maxillofac Surg
2015;5:219-25

Lemierre A. On certain septicaemias due to anaerobic
organisms. Lancet. 1936;227:701-3.

Moore BA, Dekle C, Werkhaven J. Bilateral Lemierre’s
syndrome: A case report and literature review. (238-40).
Ear Nose Throat J. 2002;81:234-6.

Wani P, Antony N, Wardi M, Carlos ER, Teleb M. The for-
gotten one: lemierre’s syndrome due to gram-negative
rods prevotella bacteremia. Am J Case Rep 2016;17:18-
22.

. Noy D, Rachmiel A, Levy-Faber D, Emodi O. Lemierre’s
syndrome from odontogenic infection: Review of the
literature and case description. Ann Maxillofac Surg.
2015;5(2):219-225.

Sinave CP, Hardy GJ, Fardy PW. The Lemierre syndrome:
suppurative thrombophlebitis of the internal jugular
vein secondary to oropharyngeal infection. Medicine
(Baltimore) 1989; 68:85

Hoehn KS. Lemierre’s syndrome: the controversy of
Anticoagulation. Pediatrics 2005;115:1415-6.
Lustig LR, Cusick BC, Cheung SW, Lee KC. Lemierre’s

syndrome: Two cases of postanginal sepsis. Otolaryngol
Head Neck Surg. 1995;112:767-72.

9. Hughes CE, Spear RK, Shinabarger CE, Tuna IC. Septic

10.

pulmonary emboli complicating mastoiditis: Lemierre’s
syndrome revisited. Clin Infect Dis. 1994,18:633-5

Agrafiotis M, Moulara E, Chloros D, et al. Lemierre syn-
drome and the role of modern antibiotics and therapeu-
tic anticoagulation in its treatment. Am J Emerg Med.
2015;33(5):733.3-4.

11. Johannesen KM, Bodtger U. Lemierre’s syndrome:

current perspectives on diagnosis and management.
Infect Drug Resist. 2016;9:221-227.

12. Nakamura S, Sadoshima S, Doi Y, Yoshioka M, Yamashita

S, Gotoh H, et al. Internal jugular vein thrombosis,
Lemierre’s syndrome; oropharyngeal infection with anti-
biotic and anticoagulation therapy - A case report.
Angiology. 2000;51:173-7

13. Bondy P, Grant T. Lemierre’s syndrome: What are the

roles for anticoagulation and long-term antibiotic thera-
py? Ann Otol Rhinol Laryngol. 2008;117:679-83.

14. Lépez Vazquez A, Sebastian Cortes Jm, Alfonso Collado

JI et al. Tromboflebitis de la vena yugular interna secun-
daria a infeccién orofaringea. ORL. ARAGON 2012; 15
(1) 22-23.

15. Riordan T, Wilson M. Lemierre’s syndrome: more than a

historical curiosa. Postgrad Med J. 2004;80(944):328-
334,



Caso Clinico

Osteomas de conducto auditivo
interno: presentacion de dos casos

Internal auditory canal osteomas: two cases report

AUTORES

Rebolledo Bernad L* - Fraile Rodrigo JJ** - Fernandez Liesa R** - Roque Taveras L* - Orte Aldea C* - Cortizo Vazquez E*

*Servicio de Otorrinolaringologia, Hospital de Barbastro.
**Servicio de Otorrinolaringologia, Hospital Universitario Miguel Servet, Zaragoza.

RESUMEN

El osteoma de conducto auditivo interno (CAI) es un tumor
6seo benigno muy raro, y suele ser asintomatico. La TC es la
prueba de imagen de eleccién. En general el tratamiento es
conservador realizando seguimiento mediante pruebas de
imagen. Presentamos 2 casos con distintas caracteristicas
clinicas, manejados ambos de forma conservadora.

PALABRAS CLAVE:
Osteoma, conducto auditivo interno

SUMMARY

Internal auditory canal osteoma is a very rare benign bone
tumor, and it is usually asymptomatic. CT is the imaging
test of choice. In general, the treatment is conservative with
follow-up through imaging tests. We report 2 cases with
different clinical features, both managed conservatively.

KEY WORDS:

Osteoma, Internal auditory canal.

Introduccién

El osteoma es un tumor 6seo benigno de lento creci-
miento’, que aparece con frecuencia en el hueso temporal,
especialmente en la mastoides y el conducto auditivo exter-
no23. Sin embargo, el osteoma de CAl es muy raro y suele
ser un hallazgo casual ya que habitualmente permanece
asintomatico2345, Puede llegar a estrechar el CAl de manera
significativa provocando compresion de los pares craneales
séptimo y octavo, generando la consiguiente clinica facial o
acustico-vestibular con hipoacusia, vértigo o actfenos'34s,

Caso 1

Mujer de 20 afios, sin antecedentes de interés, que con-
sultd por sensacion de taponamiento ético persistente de
ano y medio de evolucién. En la exploracién, la otoscopia y
la audiometria eran normales. Se solicité potencial evocado
auditivo de tronco cerebral, sin encontrar alteraciones. En la
TC aparecié un nddulo calcificado de 3,4 mm estenosando
la salida del CAl, implantado en el borde del conducto y
proyectandose hacia angulo pontocerebeloso. En la RM se
visualizaba pequefia excrecencia 6sea de unos 3 mm en la
pared medial anterosuperior del CAl izquierdo, estenosando
el paso del haz nervioso en su entrada al conducto. Se deci-
dié realizar controles periddicos, y en la Gltima TC la lesion
permanece estable tras casi 2 afos de seguimiento (Fig. 1).

Figura 1: Iméagenes caso 1: A la izquierda TC en ventana 6sea (axial arriba, coronal
abajo), a la derecha RM en secuencia FIESTA (axial arriba, coronal abajo), observando
lesién 6sea en CAl izquierdo.

Caso 2

Mujer de 59 afos, sin antecedentes de interés, que
consulté por hipoacusia y acufenos en oido izquierdo. En
la exploracién, la otoscopia era normal, y en la audiometria
presentaba una hipoacusia neurosensorial leve-moderada
en agudos en oido izquierdo. Se solicité potencial evocado
auditivo de tronco cerebral y videonistagmografia, que no
revelaron alteraciones. En la RM se observé ocupacion de
CA\l derecho por tumoracién de 6 x 34 mm con ausencia de
realce tras inyeccion de contraste y vacio de sefial. Ante la
sospecha por su comportamiento de formacion ésea se rea-
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Figura 2: Iméagenes caso 2: A la izquierda TC en ventana dsea (axial arriba, coronal abajo), a la derecha RM en secuencia FIESTA (axial arriba) y FSE 1 (coronal abajo), observando
lesion dsea en CAl derecho.

liz6 TC, que confirmaba la presencia de lesidn ésea, unilateral,
pediculada con base de implantacion estrecha, a nivel de
pared posterosuperior de CAl derecho, de unos de 6 x 34 x 4
mm compatible con el diagndstico de osteoma. Se optd por
realizar controles periddicos, y en la Gltima TC la lesién per-
manece estable tras 3 afos y medio de seguimiento (Fig. 2).

Discusion

La TC es la prueba de imagen de eleccién presentan-
do una densidad homogénea’, mientras en la RM a veces
puede pasar desapercibido2 Suelen ser Unicos, pediculados,
bien delimitados, y redondeados o multilobulados™3. A
nivel anatomopatolégico presentan canales fibrovasculares
rodeados de hueso laminar25, El principal diagnéstico dife-
rencial debe realizarse con la exdstosis, que suele mostrarse
como multiples lesiones bilaterales, con base de implanta-
cién ancha, y compuesta en su totalidad por hueso compac-
to formado por capas concéntricas de hueso subperidstico
sin canales fibrovasculares2345, Otros posibles diagnésticos
diferenciales incluyen enfermedad de Paget, osteopetrosis,
displasia fibrosa, schwannoma del nervio vestibular o facial,
meningioma, hemangioma, lipoma o colesteatoma23s. Es
por esto que ante la sospecha de lesién en CAl en la RM,
se deberia realizar una TC para descartar que se trate de un
tumor dseo?. El tratamiento del osteoma de CAl se decide
en funcién de la gravedad de los sintomas producidos por la
compresion del nervio2 En caso de pacientes asintomaticos
0 que permanecen estables a lo largo de los afios la actitud
es expectante con seguimiento mediante TC periddicas23s.,
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Sin embargo, pacientes con afectacion severa y/o riesgo de
oclusion completa del CAl pueden precisar escisién quirdr-
gica del tumor antes de que aparezcan dafios irreversibles2s,

Conclusiones

El osteoma de conducto auditivo interno es una lesién
rara, pero que debe considerarse en el diagnéstico diferen-
cial de las lesiones vestibulares.
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Pseudocyst of the auricle: a rare pathology
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RESUMEN

Las deformidades en pabellon auricular debido a coleccion
de liquido (hemético o seroso) ocurren con relativa frecuen-
cia y son normalmente debido a traumatismo previo (como
los jugadores de rugby o deporte de contacto como artes
marciales) aunque no siempre presentan este antecedente ni
la misma evolucién. En estos casos debemos valorar otras
etiologias como pueden ser el pseudoquiste de pabellén
auricular u otoseroma.

El enfoque terapéutico es el drenaje del liquido para evitar
una deformidad permanente conocida como “oreja en coli-
flor”, causada por lesion del cartilago.

Este drenaje se realiza normalmente con una pequefia
incisién en antihélix y anestesia local en consultas. En los
casos de recidiva pese a los drenajes, como ocurre en el
pseudoquiste auricular, se debe realizar una exéresis capsular
o deroofing de la pared, precisando una mayor incision. En
estos casos es conveniente maximizar la asepsia llevando
a cabo el tratamiento en quiréfano, evitando asi posibles
complicaciones infecciosas.

PALABRAS CLAVE:

Pseudoquiste auricular, otoseroma, drenaje terapéutico.

SUMMARY

Pinna deformities due to fluid collection (hematic or serous)
occur quite frequently and are usually due to previous
trauma (such as rugby players or other contact sports as
martial arts) although they do not always carry the trauma
precedent nor the same evolution. It is in such cases when
we must assess other etiologies such as pinna pseudocyst
or otoseroma.

The therapeutic approach is fluid drainage to avoid a per-
manent deformity known as “cauliflower ear” caused by
irreversible cartilage injury.

This drainage is normally performed with a small incision
in the antihelix and local anesthesia in the consulting room.
In cases of recurrence despite drainage, as occurs in auricle
pseudocyst, an excision of the cystic capsule or deroofing
must be performed, requiring a larger incision. In these
cases, it is convenient to maximize asepsis by carrying out
the treatment in the operating room, thus avoiding future
infective complications.

KEY WORDS:

Pseudocyst of the auricle, pinna seroma, therapeutic drainage.
o J

Caso Clinico

Presentamos un caso de un varén de 33 afos de edad
con epilepsia y asma bronquial como antecedentes perso-
nales de interés ademas de fumador habitual.

Es derivado a consultas de Otorrinolaringologia por
inflamacién progresiva e indolora de pabellon auricular
derecho de 3 semanas de evolucion, no refiriendo éste clara

contusion previa.

En la exploracion, se veia una tumefaccion en antihélix
de oido derecho, palpdndose una coleccion fluctuante y
blanda, no dolorosa. Ligero rubor y calor sin supuracién ni
lesién en piel. No se palparon adenopatias. Dada la clini-
ca del paciente, fue suficiente con la exploracién y no se
requirieron pruebas complementarias, procediéndose al
tratamiento de ello.

En la primera visita del paciente es tratado como un
otohematoma, realizdndose drenaje a través de pequeia
incision inferior de antihelix con salida de liquido serohe-
matico. Se colocd vendaje compresivo, manteniendo tira
de gasa intralesional junto con tratamiento antibidtico y

corticoideo oral.

En las sucesivas visitas a consulta, continuaba la colec-
cién similar, precisando drenaje en dos ocasiones (Fig. 1).
Dada la recurrencia del cuadro, se decidi6 ingreso para
nuevo drenaje ampliando incisién con colocacién de gasa y
compresién, ademas de tratamiento endovenoso antibiético
y corticoideo, enfocando el caso como un pseudoquiste de
pabellén y programando la exéresis de la pared quistica
en quiréfano, conocido como deroofing de la pared (Fig. 2),

evitando asi recurrencias.
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Figura 1.

Figura 2.

Figura 3.
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Discusion

zado vendaje compresivo en la zona.

en definitiva un buen resultado.
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Una vez realizada la intervenciéon con anestesia local, la
anatomia patolégica confirmaba condrodermatitis nodular
del hélix con cambios degenerativos pseudoquisticos.

En la Ultima revision, objetivamos buen aspecto del
pabelldn auricular sin coleccién y retirdndose los puntos de
sutura transfixiante. No ha vuelto a presentar el paciente
nueva coleccion en pabellén auricular (Fig. 3).

El otoseroma y pseudoquiste de pabellon auricular son
patologias raras y benignas. Son recurrencias de coleccio-
nes localizadas en pabellén auricular pese a los drenajes. Se
ha visto que ademas de las aspiracién, también puede ser
beneficiosa la administracion de corticoides locales, siendo
el tratamiento definitivo con menor tasa de recurrenciala
exéresis capsular o deroofing. Cuando la coleccién es
pequena y ésta recidiva lentamente, el tratamiento corti-
coideo local inyectado puede ser un tratamiento adecuado
puesto que mejora rapidamente la inflamacion, es poco
invasivo y presenta pocos efectos adversos,no obstante hay
que ampliar los estudios en este aspecto.

En definitiva, el pseudoquiste auricular es una patologia
poco frecuente que recidiva y muestra buenos resultados a
nivel quirdrgico una vez retirada la cépsula quistica y reali-

Pese a que el otohematoma y el pseudoquiste de pabe-
[lén auricular pueden presentar clinica similar inicial, el enfo-
que terapéutico es diferente, debiéndose individualizar cada
paciente, procurando el mejor resultado. En este caso, se
procedio al tratamiento quirlrgico con exéresis capsular del
quiste al haber agotado el manejo conservador, obteniendo
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RESUMEN

Los schwannomas son tumores benignos cuya localizacion
en el espacio retrofaringeo es extremadamente rara. Suelen
ser de crecimiento lento, por lo que dan sintomas tardios
por efecto masa. El tratamiento de eleccion es la reseccion
quirdrgica radical. Presentamos el caso de una mujer con un
schwannoma en pared posterior faringea, con buena evolu-
cién tras la cirugia.

PALABRAS CLAVE:
Schwannoma, espacio retrofaringeo, pared posterior faringea.

SUMMARY

Schwannomas are benign tumors whose location in the
retropharyngeal space is extremely rare. They are usually
slow growing, so they give late symptoms due to mass effect.
The treatment of choice is radical surgical resection. We
report the case of a woman affected by a schwannoma in the
posterior pharyngeal wall, with good outcome after surgery.

KEY WORDS:
Schwannoma, retropharyngeal space, pharyngeal posterior wall

Introduccién

Los schwanomas son tumores mesenquimales benig-
nos derivados de las células de Schwann de la envoltura
nerviosa de los nervios periféricos. Suelen ser encapsu-
lados, submucosos y de lento crecimiento, por lo que el
diagnostico tiende a ser tardio'23456789, En general se pre-
sentan como una masa aislada, pero se han descrito casos
de tumores multiples asociados a neurofibromatosis®¢. Son
tumores muy poco frecuentes con una incidencia descrita
de 1 de cada 3000 nacimientost. Aparecen en edades
comprendidas entre los 20 y 70 afios sin predominancia
por sexos?8.

Entre el 25 y el 45 % de los schwanomas se presentan
en la region de cabeza y cuello, y pueden provenir espe-
cialmente de los pares craneales IX, X XI y XIl o del plexo
cervical, siendo el nervio vago (X) el origen méas comun. El
espacio parafaringeo es el lugar més frecuente de aparicion,

sequido de la cavidad oral, fosa nasal y senos paranasa-
le51,2,3,5,6,7,8,9,10,ﬂ.

Sin embargo, aquellos que aparecen en el espacio retro-
faringeo son extremadamente raros, ya que dicha region

alberga menos estructuras anatémicas'2345789™, Se trata de
un espacio medial, limitado por los espacios parafaringeos
lateralmente, la musculatura prevertebral posteriormen-
te, y los musculos constrictores faringeos anteriormente.
Contiene grasa, ganglios linfaticos y fibras nerviosas de los
pares craneales IX (glosofaringeo) y X (vago)4s.

Su diagnéstico supone un reto ya que en el espacio
retrofaringeo las patologias maés frecuentes son abscesos,
carétidas internas aberrantes, y tumores, entre ellos las
metéstasis ganglionares de cancer de cabeza y cuello los
mas frecuentes, habiéndose descrito otros como lipomas,
linfomas, neuroblastomas y adenomas pleomorfos'451,

A diferencia de los tumores que asientan en el espacio
parafaringeo que suelen ser asintomaéticos, los del espacio
retrofaringeo, aunque tardiamente, suelen provocar signos
y sintomas por efecto masa, siendo la sensacién de cuerpo
extrafo faringeo y la disfagia los sintomas maés habituales,
seguidos de disnea y disfonia. No suelen presentar clinica
de disfuncién nerviosa, y la aparicién de parestesias o neu-
ralgia es poco comun pero sugestiva de malignidad 45,
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Figura 1: Tumoracién en pared posterior faringea izquierda.

Caso Clinico

Presentamos el caso de una mujer de 47 afos con
antecedentes de sindrome depresivo y tabaquismo, que
consulta por sensacion de cuerpo extrafio faringeo de 2
afos de evolucién con empeoramiento progresivo, sin otra
sintomatologia asociada.

En la exploracién se observa una tumoracién retrofarin-
gea izquierda cubierta por mucosa de aspecto normal, que
se extiende desde detras del paladar blando izquierdo hasta
la altura del repliegue aritenoepiglotico izquierdo (Fig.1).

Solicitamos una TC cervical con contraste, en la que se
observa una tumoracién retrofaringea de consistencia soli-
da, bien delimitada, de 37 x 2 x 15 c¢cm, con realce tenue y
heterogéneo, que impronta sobre la pared posterolateral de
orofaringe e hipofaringe, sugestiva de posible neurofibroma
o schwannoma (Fig. 2A).

Se toma una biopsia con anestesia local, con resultado
anatomopatoldgico de musculo esquelético, glandula salival
y mucosa faringea con éareas de fibrosis y leve inflamacion
crénica.

En la RM aparece una lesién ovalada y ligeramente
lobulada de unos 35 x 2 x 15 cm en regidn retrofaringea
izquierda de borde bien definido, isointensa en T1y ligera-
mente hiperintensa en T2, con realce intenso y uniforme
tras la administracion de contraste (Fig. 2B).
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Se decide tratamiento quirtrgico, llevando a cabo exé-
resis de la tumoracion mediante abordaje transoral. En el
postoperatorio la paciente presenta intolerancia oral por
odinofagia durante 5 dias, introduciendo después la dieta
oral de forma progresiva, asi como leve enfisema subcu-
taneo cervical con extensién mediastinica que evoluciond
favorablemente (Fig. 3).

El resultado anatomopatoldgico fue de Schwannoma
con patron de crecimiento nodular y patrén  histoldgico
fusocelular. Inmunofenotipo: expresa marcadores S-100
intensamente, Ki-67 4% y expresion focal de EMA.

Durante las revisiones sucesivas en la exploracion de
orofaringe se apreciaba tejido de granulacién por dehiscen-
cia de la sutura, que se ha ido resolviendo espontaneamen-
te, y la paciente se encuentra asintomatica.

En la Ultima TC de control 6 meses después de la
intervencion no se observan signos de recidiva ni de resto
tumoral.

Discusion
El diagndstico definitivo se basa en el estudio histologico
con andlisis de inmunohistoquimica2
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Figura 2A: TC cervical donde se observa la tumoracion retrofaringea en cortes axial hiperintensa en T2 y que realza tras inyeccién de gadolinio (de izquierda a derecha,
(izquierda), coronal (centro) y sagital (derecha). cortes axiales), y corte coronal tras inyeccion de gadolinio (derecha).

Figura 2B: RM cervical donde aparece tumoracién retrofaringea isointensa en T1,
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Figura 3: Intervencion quirdrgica, observando de izquierda a derecha, exéresis del tumor, lecho de reseccion, sutura y pieza.

Para su evaluacién y diagnostico diferencial son clave la
TC con contraste iodado y la RM con gadolinio. La RM es
especialmente Gtil en su diagnéstico, siendo habitual una
intensidad baja en T1y alta en T2, con realce heterogéneo
con gadolinio. Se podria plantear una biopsia diagndstica
cuando las pruebas de imagen excluyan un origen vascular
de la lesidon y ésta sea accesible mediante un abordaje mini-

mamente invasivo'4510,

El tratamiento del schwannoma se basa en la reseccién
quirdrgica radical con preservacion del nervio, lo que suele
ser posible ya que los schwannomas estan separados de
las fibras nerviosas por una cépsula fibrosa. Sin embargo,
en ocasiones el tamafo o la localizacion del tumor no
permiten una escision completa o fuerzan a sacrificar el
nervio*4872, Se han descrito diversos abordajes quirtrgicos,
entre ellos el transoral, transcervical o transparotideo, que
a veces precisan ser combinados#52, Mientras el abordaje
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transoral se suele emplear para lesiones méas pequeiias,
el abordaje cervical se emplea en tumores mas extensos,
aunque actualmente la cirugia robética también permite la
escision de tumores més grandes via transoral con menor
morbilidad342. Como alternativa terapéutica, la radioterapia
se reserva como tratamiento paliativo, para enfermedad

residual tras la cirugia o en pacientes inoperables®.

Cuando la reseccion es completa, las recidivas son raras.
El seguimiento deberia basarse en la exploracién clinica, y
realizar pruebas de imagen en caso de sospecha de recidi-
va*. En pacientes inoperables o irresecables en los que se
opta por la observacién y aquellos en los que tras la cirugia
queda un resto tumoral deben ser vigilados de manera
mas estrecha ya que aunque remota, existe la posibilidad
de malignizacién, siendo ésta méas frecuente en pacientes

afectos de neurofibromatosission,
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Conclusiones

Los Schwannomas localizados a nivel del espacio retro-

faringeo son muy infrecuentes. El diagndstico de sospecha

se

establece por sus caracteristicas en las pruebas de

imagen, especialmente en la RM. Su tratamiento electivo

es quirdrgico.

Bibliografia

1.

10.

M.

12.

Gallo S, Bandi F, Maffioli MP, Giudice M, Castelnuovo
P, Fazio E, Karligkiotis A. Retropharyngeal Space
Schwannoma: A Rare Entity. Iran J Otorhinolaryngol.
2017;29(95):353-357.

Abou-Elfadl M, Lrhazi S, Mahtar M, Roubal M. Unusual

retropharyngeal mass. Eur Ann Otorhinolaryngol Head
Neck Dis. 2015;132(2):115-6.

Raimondo L, Garzaro M, Mazibrada J, Pecorari G,
Giordano C. Plexiform schwannoma of the posterior
pharyngeal wall in a patient with neurofibromatosis 2.
Ear Nose Throat J. 2015:94(3):E17-9.

Righini CA, Atallah I. A retropharyngeal mass. Diagnosis:
Antoni A type schwannoma. Eur Ann Otorhinolaryngol
Head Neck Dis. 2015:132(1):57-8.

Kumagai M, Endo S, Shiba K, Masaki T, Kida A, Yamamoto
M, Sakata H. Schwannoma of the retropharyngeal space.
Tohoku J Exp Med. 2006;210(2):161-4.

Malone JP, Lee WJ, Levin RJ. Clinical characteristics
and treatment outcome for nonvestibular schwan-
nomas of the head and neck. Am J Otolaryngol.
2005;26(2):108-12.

Huang CM, Leu YS. Schwannoma of the posterior
pharyngeal wall. J Laryngol Otol. 2002;116(9):740-1.

Haraguchi H, Ohgaki T, Hentona H, Komatsuzaki A.
Schwannoma of the posterior pharyngeal wall: a case
report. J Laryngol Otol. 1996;110(2):170-1.

Triaridis C, Tsalighopoulos MG, Kouloulas A, Vartholomeos
A. Posterior pharyngeal wall schwannoma (case report).
J Laryngol Otol. 1987;101(7):749-52.

Hsieh CY, Hsiao JK, Wang CP. Retropharyngeal schwan-
noma excised through a transoral approach: a case
report. Kaohsiung J Med Sci. 2006;22(9):465-9.

Singh B, Ramjettan S, Maharaj TP, Ramsaroop
R. Schwannoma of the posterior pharyngeal wall. J
Laryngol Otol. 1995;109(9):883-5.

Gungadeen A, Lisseter R, Manickavasagam J, Paleri
V. Transoral robotic resection of a large schwanno-
ma in the retropharyngeal space. J Laryngol Otol.
2016;130(4):401-3.

O.R.L. ARAGON’2021; 24 (1)

Paginas 23-27



