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PALABRAS CLAVE Resumen

Higroma quistico; Introduccion: El higroma quistico es una dilatacion difusa de los conductos linfaticos. Puede
Linfangioma quistico; diagnosticarse prenatalmente a través de una ecografia obstétrica. La incidencia aproximada
Malformaciones es de 1/6,000 nacidos vivos y de 1/750 abortos espontaneos. Esta lesion puede presentarse a
linfaticas nivel cervical en la parte inferolateral del cuello, donde aparece con grandes cavidades Unicas

o multiloculares. En general, se producen por la falta de conexion de los vasos linfaticos con
los sacos linfaticos yugulares, o de estos con el sistema de drenaje venoso.

Caso clinico: Con el fin de enfatizar sobre la notificacion de estas enfermedades y las opciones
de tratamiento no quirdrgico, se presenta una paciente con higroma quistico cervical (cara
lateral del cuello) con compromiso de la via aérea y digestiva por la extension del tumor. Se
trato con etanol puro por medio de multiples infiltraciones guiadas por ultrasonido.
Conclusiones: Dependiendo de las caracteristicas de la lesion, el tratamiento puede ser qui-
rargico, farmacoldgico o mixto. Cuando la extension es importante o se relaciona con 6rganos
vitales, la mejor opcion de tratamiento es, en primer lugar, reducir el tamaiio de la lesion y
el compromiso de los 6rganos contiguos. Esto se hace por medio de escleroterapia. Posterior-
mente, de ser necesario, se realiza cirugia.
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Airway obstruction due to cystic hygroma in a newborn

Abstract

Background: Cystic hygroma is a diffuse dilatation of the lymphatic system, which can be pre-
natally diagnosed by ultrasound. The incidence is 1/6,000 live births and 1/750 spontaneous
abortions. This malformation can occur at the cervical level located in the inferior lateral part
of the neck where it appears with large single or multilocular cavities. It is generally caused by
a lack of connection with jugular lymphatic channels or with the venous drainage system lymph
sacs.

Case report: In order to emphasize these diseases and non-surgical treatment options, we pre-
sent a patient with a cervical cystic hygroma that compromises the airway and digestive tract
due to tumor extension and treatment with pure ethanol with clinical improvement.
Conclusions: Depending on the characteristics of the lesion, treatment options are surgery,
pharmacological or mixed. When the extension involves vital organs, the best option is to reduce
the size of the lesion and the compromise of the adjacent organ. This is done by sclerotherapy
and, if necessary, surgery.

© 2014 Hospital Infantil de México Federico Gomez. Published by Masson Doyma México S.A. All

rights reserved.

1. Introduccion

El higroma quistico (HQ) fetal' es una malformacion congé-
nita benigna del sistema linfatico que tiene su génesis en
la falta de desarrollo de la comunicacion entre los sistemas
linfatico y venoso. El quiste puede ser uni o multilocular
y de tamano variable. Se detecta HQ en aproximadamente
1 de cada 120 ultrasonidos obstétricos, con una incidencia
en nacidos vivos de 1/6,000%. Esta patologia se asocia con
ciertas anomalias cromosomicas, como la monosomia del X,
la trisomia21, entre otras; también se relaciona con algu-
nos sindromes monogénicos, principalmente el sindrome
de Noonan, y con otros sindromes no genéticos, como el
alcoholismo fetal y la aminopterina fetal. El tratamiento,
actualmente, se determina segln el sitio de la lesion, si es de
flujo linfatico bajo o alto, el tamafio y los 6rganos compro-
metidos. Las alternativas terapéuticas incluyen el manejo
del parto con la técnica EXIT (ex utero intrapartum treat-
ment) para comprobar y asegurar una via aérea permeable al
minuto de nacer, el uso de laser, drenaje, cirugia, aspiracion
y escleroterapia®”.

Hoy en dia se opta por evitar la reseccion quirtrgica de
primera instancia, dadas las caracteristicas de la malfor-
macion y el compromiso de estructuras como la lengua,
la faringe, el plexo cervical, el nervio frénico, el nervio
vago, la vena yugular y la arteria carétida, entre otras. La
primera opcion es un tratamiento mixto para disminuir el
tamano de la lesion y tener un abordaje menos cruento
y peligroso. Para este fin se requiere explicitamente del
uso de agentes esclerosantes, como corticoides, OK-432,
bleomicina, tetradecil sulfato de sodio, doxiciclina y etanol
puro, e incluso combinaciones entre ellos®. La funcién de
los agentes esclerosantes es aumentar la permeabilidad del
endotelio, permitiendo el drenaje acelerado del contenido,
lo que producira la contraccion de los espacios quisticos’. Sin
embargo, en algunos casos, su empleo requiere de protoco-
los de manejo hospitalario especializados®; en muchos otros,

su efectividad Unicamente ha sido comprobada en reportes
de casos®1°,

Presentamos nuestra experiencia en el tratamiento del
HQ mediante el uso de etanol puro intralesional como una
opcion de manejo en estos pacientes.

2. Caso clinico

Paciente del sexo femenino, madre de 32 anos de edad, G 1,
sin antecedentes de importancia clinica, con seguimiento
prenatal desde el primer mes de embarazo. Se document6
la presencia de masa cervical por ultrasonografia fetal a
las 28 semanas de gestacion; a las 32 semanas de gestacion
se desencadeno el trabajo de parto, el cual no fue posible
inhibir por lo que se programo cesarea.

Naci6 con asimetria de cuello a expensas de aparente
hemihipertrofia lateral derecha, con extension hacia la oro-
faringe, que obstruia tanto la via aérea como la digestiva.
Se realizd radiografia de cuello y térax, que mostraron dis-
minucion del calibre de la via aérea y desplazamiento de
los 6rganos a ese nivel. Se inici6 manejo con ventilacion
mecanica.

Se realizo ultrasonido de cuello, que mostré una masa de
caracteristicas quisticas, con multiples camaras interconec-
tadas y de diametros variables (fig. 1).

Ademas del tumor en cuello, se documentd la presencia
de otra induracion a nivel de la cara ventral del brazo dere-
cho, de aproximadamente 2 cm de diametro y de coloracion
violacea, la cual se diagnostic6 como hemangioma.

Los estudios de laboratorio, biometria hematica, quimica
sanguinea, gasometria y cariotipo resultaron normales.

La tomografia axial computarizada (TAC) a nivel de
la cara lateral del cuello mostré franca asimetria en
el volumen con predominio izquierdo, a expensas de
una imagen hipodensa, con atenuacion aparentemente
liquida, mal delimitada, que desplazaba los vasos en sen-
tido medial y posterior, en posicion anterior al musculo
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Figura 1  Ultrasonido en cara lateral de cuello. Se observa la
lesion quistica multilobulada. Las flechas sefnalan varios de los
lobulos del quiste.

esternocleidomastoideo. En dicha imagen se observéd invo-
lucrada la grasa del espacio parafaringeo que desplazaba la
via aérea hacia la derecha, comprimiéndola y condicionando
la disminucion del calibre en mas del 50% (fig. 2).

También se realizé una resonancia magnética nuclear
(RMN), donde se identifico la presencia de una masa
multilobulada y heterogénea, multiquistica, de contenido

Figura2 Tomografia axial computarizada de craneo y cuello.
Se observa incremento del volumen del cuello con predominio
izquierdo que desplaza los vasos en sentido medial y posterior
(flechas), anterior al musculo esternocleidomastoideo, con ima-
genes lineales hiperdensas en el interior, aparentemente de tipo
vascular. No se identifica un reforzamiento tras la administra-
cion de medio de contraste.

Figura3 Resonancia magnética nuclear de cuello. Se observa
una masa multilobulada y heterogénea, multiquistica (flecha).
Produce efecto de masa, con desplazamiento de las estructuras
vasculares del lado izquierdo. Via aérea comprimida y despla-
zada a la derecha de linea media.

isointenso al musculo en T1, hiperintenso en T2, con com-
ponente principal en el hemicuello izquierdo, ocupando los
espacios parotideo y yugular con extension al parafarin-
geo y prevertebral en ese lado, al espacio submandibular,
sublingual y parafaringeo en el lado derecho (fig. 3). Con
contacto y desplazamiento de las estructuras vasculares del
lado izquierdo en sentido posterior, rodeando parcialmente
la carotida interna, producia efecto de masa sobre la via
aérea, la cual se encontraba comprimida y desplazada a la
derecha de la linea media.

Por los hallazgos clinicos y radiolégicos se solicito inter-
consulta con Cirugia Pediatrica, quienes consideraron que no
era candidata a la reseccion por la localizacion, extension
y compromiso de los 6rganos adyacentes. Ante el hecho de
no ser candidata a cirugia, se buscé la opcion menos inva-
siva. Con base en la experiencia del radidlogo pediatra en
el manejo de este tipo de lesiones quisticas, se propuso la
administracion de etanol puro (100%) en infiltraciones de 0.5
a 1 ml en ocho sesiones, una cada dos semanas, con un pro-
cedimiento guiado por ultrasonido (fig. 4). Después de ocho
sesiones, por medio de RMN se documenté la disminucion
del volumen del HQ y, como resultado, el incremento del
espacio orofaringeo y la liberacion de una mayor area diges-
tiva y respiratoria, que permitié una respiracion autonoma
y la alimentacion por via oral en la paciente.

En la RMN, después de la infiltracion de etanol puro
se observo una disminucion moderada del volumen de la
lesion vascular que ocupaba los espacios vascular, de los
masticadores, parafaringeo, prevertebral, submandibular y
sublingual en el lado izquierdo. También, el incremento del
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Figura 4

Insercion de la aguja a través de un lobulo del quiste (flecha).

Figura 5

Resonancia magnética nuclear de cuello y macizo facial (A) y craneo (B). Se observa la disminucion moderada del volumen

de la lesion vascular que ocupa los espacios vascular, de los masticadores, parafaringeo, prevertebral, submandibular y sublingual
en el lado izquierdo cuando se compara con estudio previo (flechas), principalmente a expensas de las porciones quisticas.

didametro de la via aérea y la ausencia de desplazamiento de
la misma (fig. 5A,B).

Actualmente la paciente se encuentra en manejo cli-
nico por patologias agregadas propias de la prematurez y
en espera de un tratamiento quirdrgico definitivo.

3. Discusion

El tratamiento del HQ depende directamente del tamano,
de la localizacion, de los drganos involucrados y de las con-
diciones en que se encuentre el paciente. Actualmente,
existe publicada una serie de reportes de casos que ava-
lan el tratamiento con alguno de los distintos esclerosantes;
por ejemplo, para el uso de OK-432, Vicente y colaboradores

publicaron una revision de la literatura en la que avalan su
eficacia y minimos efectos adversos''. Sin embargo, no se
compara su uso con otros tratamientos. Otras publicaciones
relevantes son las de Cuervo y colaboradores® y Lobo-Bailén
y colaboradores'?, que denotan su eficacia en higromas uni
y macroquisticos, aunque suelen ser necesarias varias sesio-
nes de tratamiento, y a veces complementarlas con cirugia,
para obtener un resultado satisfactorio.

En cuanto al etanol, Burrows y Mason' reportaron su
uso en porcentajes del 95-98% como terapia esclerosante
de caracter agresivo, ya que precipita de forma sUbita
las proteinas endoteliales en la lesion. Esto sin superarse
la dosis de 1ml/kg o 60ml, y con potenciales reacciones
secundarias, como necrosis tisular, embolismo pulmonar o
depresion del sistema nervioso central. En 2010, Impellizzeri
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y colaboradores reportaron resultados de completa desa-
paricion de la lesion en 7/8 pacientes (87.5%). Uno de los
pacientes con resultados satisfactorios requirio una segunda
inyeccion de etanol, resolviéndose la lesion al 100% sin reac-
ciones alérgicas o complicaciones. Con esto concluyeron que
la escleroterapia con etanol guiada con TAC resulta una
buena alternativa de la terapia quirlrgica, ademas de que
este procedimiento es minimamente invasivo, seguro, de
bajo costo y fiable™.

Como hemos observado, se han emitido recomendacio-
nes del uso de etanol puro para este tipo de padecimientos.
Con la finalidad de enfatizar sobre el reporte de estas pato-
logias y el desarrollo de evidencia con relevancia clinica, en
este trabajo se presentd un caso de tratamiento con eta-
nol puro para estas lesiones sin complicaciones inmediatas,
exceptuando dolor local minimo, teniendo como beneficio
la liberacion en un porcentaje clinicamente significativo de
la via aérea y digestiva, con lo que la paciente pudo ser
auténoma. Sin embargo, debemos enfatizar que la eviden-
cia presentada no es suficiente aln para recomendar el uso
de alcohol en todos los pacientes. Por ello, es indispensable
el desarrollo de estudios que avalen la efectividad atribuida
a dicha terapia.

El HQ, aunque se describe como una patologia benigna,
puede tener complicaciones que comprometen la vida del
paciente. Por tanto, sigue siendo relevante que se evalle
individualmente si la cirugia es la opcién mas viable o el
tratamiento a largo plazo con escleroterapias'. El diag-
nostico temprano y el manejo oportuno de individuos con
HQ pueden disminuir los riesgos de complicaciones de estos
pacientes, pero el tratamiento aln sigue dependiente de la
experiencia del profesional de la salud'®"’, ya sea empirica,
reportada en series de casos o de forma aislada en reportes
de caso.
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