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CASO CLINICO

Exito del bloqueo del plano erector espinal en cirugia de mama
de urgencia por hematoma en paciente con estdmago lleno

Success of erector spinae plane block in emergency breast
surgery for hematoma in a patient with a full stomach

Juan A. Covarrubias-Vela', M. Fernanda Figueroa-Caballero’, Sharon Gémez-Luna’
y Jacobo Felemovicius-Hermangus?
"Departamento de Anestesiologia; 2Departamento de Cirugia Pldstica y Reconstructiva. Centro Médico ABC, Ciudad de México, México

Resumen

El bloqueo del erector espinal es una técnica de bloqueo regional relativamente nueva que se ha utilizado cada vez mas
para proporcionar analgesia en cirugias de mama y otras cirugias tordcicas. En este reporte de caso se describe el uso
exitoso del bloqueo del erector espinal en dos pacientes que requirieron cirugia de urgencia debido a hematomas mamarios,
en presencia de estomago lleno. La técnica de bloqueo del erector espinal se realiza mediante la inyeccion de anestésicos
locales en el espacio ubicado entre las apdfisis transversas y 10s procesos espinosos de las vértebras tordcicas. El bloqueo
del erector espinal se ha asociado con una reduccion significativa en la necesidad de opidceos posoperatorios y con una
mejora en la recuperacion posoperatoria. En pacientes con estdmago lleno, el bloqueo del erector espinal podria ser una
técnica de anestesia regional efectiva y segura para proporcionar analgesia intraoperatoria y posoperatoria, evitando los
riesgos asociados con la intubacidn endotraqueal y la anestesia general.

Palabras clave: Anestesia regional. Bloqueo nervioso. Hematoma. Mama. Cirugia.

Abstract

Erector spinae block is a relatively new regional block technique that has been increasingly used to provide analgesia in
breast surgeries and other thoracic surgeries. In this case report, the successful use of erector spinae block is described in
two patients who required emergency surgery due to breast hematomas, in the presence of a full stomach. The erector spi-
nae block technique is performed by injecting local anesthetics into the space located between the transverse processes
and the spinous processes of the thoracic vertebrae. Erector spinae block has been associated with a significant reduction
in the need for postoperative opioids and with an improvement in postoperative recovery. In patients with a full stomach,
erector spinae block could be an effective and safe regional anesthesia technique to provide intraoperative and postopera-
tive analgesia, avoiding the risks associated with endotracheal intubation and general anesthesia.

Keywords: Regional anesthesia. Nerve block. Hematoma. Breast. Surgery.
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Introduccion

La mamoplastia de aumento es una de las cirugias
plasticas mas comunes, con cerca de dos millones de
procedimientos por afo en el mundo'. La insercién de
las protesis puede ser subglandular o submuscular, y
causa dolor posoperatorio debido a la diseccion quirdr-
gica, el dafio a los musculos y la expansion de los teji-
dos?. De hecho, ha sido calificada como la cirugia que
ocupa el lugar nimero 45 de las més dolorosas entre 179
procedimientos de diferentes especialidades, de acuerdo
con un gran estudio observacional multicéntrico®.

El dolor posoperatorio se asocia a incremento en el
tiempo de estancia en la sala de recuperacion y en la
unidad de cirugia ambulatoria, pacientes insatisfechas
con la experiencia, reingreso al hospital, aumento de
los costos hospitalarios, desarrollo de dolor crénico,
uso excesivo de analgésicos y opiaceos, y mayor pre-
sencia de nauseas y vomitos*.

Actualmente se han incluido esquemas de analgesia
multimodal mas infiltracion local para el control del
dolor posoperatorio®. Sin embargo, el control no siem-
pre es el adecuado y puede causar efectos indesea-
bles®. Por ello, en los Ultimos afios se han creado
diversas técnicas de anestesia regional especifica-
mente para mitigar el dolor trans- y posoperatorio en
cirugia de mama’2,

El trauma quirdrgico involucrado en los tejidos que
sufren hemostasia operatoria, la cual se realiza habi-
tualmente con electrocauterio, debe acompanarse de
un estado hemodinamico y de perfusiéon adecuado
para evitar un sangrado excesivo cuando la presion
arterial es alta o subestimar el sangrado cuando esta
es baja. Las complicaciones asociadas a este proce-
dimiento, si bien son poco frecuentes, pueden ser
infeccién, hematoma, contractura capsular, asimetria o
desplazamiento del implante y dehiscencia de herida
con necrosis del complejo areola-pezon'®,

Por otro lado, un paciente con estomago lleno que se
presenta en cirugia de urgencia traduce un serio peligro
debido a las altas morbilidad y mortalidad asociadas a
broncoaspiracion, lo cual representa un desafio impor
tante para el anestesidlogo. En estos casos, para el
manejo anestésico se utiliza la técnica de intubacion de
secuencia rapida o intubacién con paciente despierto, sin
poder evitar al 100% el riesgo de broncoaspiracion'.

La colocacion de una sonda nasogastrica es un tema
controversial, y no se ha encontrado un punto de coin-
cidencia sobre el beneficio de su uso; sin embargo, si
se coloca previo al inicio de la anestesia, podria
lograrse cierta descompresion del estomago al eliminar

tanto gas como liquido, pero no asi las particulas soli-
das'™. Lo mismo ocurre con la maniobra de Sellick, la
cual ha tendido a desaparecer como practica comun
al demostrarse su falta de utilidad sin lograr un sello
esofagico adecuado, dificultando en ocasiones la intu-
bacién y favoreciendo la relajacién del esfinter esofa-
gico inferior.

Con el advenimiento de la anestesia regional se abre
la posibilidad de utilizarla de manera alterna para ciertos
casos y evitar asi el riesgo de tan temida complicacién.

El bloqueo del plano del musculo erector espinal
es una técnica regional descrita por Forero et al."® en
el afo 2016, originalmente para el control del dolor
toracico neuropatico, que ha extendido sus beneficios
en multiples cirugias tanto para analgesia como para
anestesia’®.

El bloqueo se realiza inyectando 0.3-0.5 ml/kg de
anestésico local en el plano fascial entre la punta de
la apdfisis vertebral transversa y el musculo erector
espinal. Sucede entonces una diseminacion del anes-
tésico local: 1) craneo-caudal en el plano fascial;
2) hacia anterior a través de canales intertransversos
de tejido conectivo alcanzando el espacio paraverte-
bral; 3) hacia medial alcanzando los foramenes inter-
vertebrales hacia el espacio epidural; 4) hacia posterior
en el musculo erector espinal; y 5) hacia lateral alcan-
zando la fascia toracolumbar®.

Caso clinico 1

Mujer de 23 afos con diagndstico de hematoma de
mama izquierda, programada de urgencia para drenaje
de hematoma, aseo quirurgico y cierre. Hemotipo y Rh
desconocidos. Enfermedades cronicas degenerativas
y toxicomanias negadas. Antecedente quirdrgico de
mamoplastia de aumento el dia previo, bajo anestesia
general balanceada sin complicaciones. Laboratorios:
PCR para SARS-CoV-2 negativa; biometria hematica:
leucocitos 5.6, hemoglobina 14.8 g/dl, hematocrito 41,
plaquetas 322,000. Tiempos de coagulacién: TP 11.9,
INR 1.1y TTPa 32.4.

Inicia su padecimiento 24 horas después del poso-
peratorio, al notar aumento de volumen y dolor en el
sitio quirdrgico de la mama izquierda. Acude a su
médico tratante, quien diagnostica hematoma mamario
para manejo quirdrgico de urgencia.

Tras la valoracion preanestésica y debido a que la
paciente no cumple con horas de ayuno de sélidos y
liquidos claros (> 6 horas y > 2 horas), se propone
anestesia regional (bloqueo del erector de la espina) y
sedacion. Riesgo quirdrgico: ASA I-U.
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Figura 1. Posicion del transductor para bloqueo erector
de la espina.

Se coloca acceso un venoso periférico de 22 G en
el miembro superior izquierdo con soluciéon Hartman
(50 mi/h) y profilaxis antitrombatica. Premedicacién con
metoclopramida 10 mg IV.

Ingresa la paciente a quiréfano consciente, alerta y
cooperadora. Se la coloca en decubito supino y se
realiza monitorizacion no invasiva: PA 110/72 mmHg,
FC 69 l.p.m., temperatura 35.9 °C, FR 18 rp.m. y
Sp0, 93%. Oxigeno suplementario con puntas nasales
a 3 I/min. Sedoanalgesia intravenosa para ansiolisis
con midazolam 4 mg y fentanilo 100 pg.

Se realiza bloqueo erector espinal a nivel de T5
izquierdo guiado por ultrasonido, previa asepsia y anti-
sepsia de la region toracica. Se coloca un transductor
lineal a nivel de T5 y se realiza un habdn local con
aguja hipodérmica de 22 G con lidocaina al 1% 3 cc.
Posteriormente se introduje una aguja Stimuplex®
100 mm y se administra ropivacaina al 0.5% 112.5 mg
(22.5 cc) mas 4 mg de dexametasona como adyuvante,
sin datos de intoxicacién por anestésico local, dando
histéresis farmacologica de 15 minutos (Figs. 1 a 3)

Al momento de la incisién quirdrgica no se observan
cambios hemodinamicos, manteniendo durante el tran-
sanestésico PA media > 65 mmHg, FC 50-70 l.p.m., FR
10-12 rp.m., SpO, > 95% y temperatura > 35.5 °C.

Figura 2. Disposicion ultrasonografica de region toracica
para bloqueo erector de la espina.

Figura 3. Zona de hidrodiseccion con anestésico local a
nivel de T5.

Adyuvantes: cefalotina 1 g IV, ondansetrén 8 mg IV,
dexametasona 8 mg IV, paracetamol 1 g IV, omeprazol
40 mg IV y butilhioscina 6 mg.

Duracién del procedimiento: 1 hora y 15 minutos.
Sangrado aproximado: 100 ml.

La paciente pasa al area de recuperacion con una
puntuacion en la EVA de dolor < 4 sin complicaciones,
PA 98/58 mmHg, FC 50 I.p.m., SpO, 97% y Aldrete 10.

Caso clinico 2

Mujer de 44 anos que ingresa con diagndstico de
hematoma de mama derecha, programada para inter-
vencién quirdrgica de urgencia. Como antecedente de
importancia, ansiedad en tratamiento con escitalopram;
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niega enfermedades cronicas degenerativas, alergias
y toxicomanias. Peso 60 kg, talla 1.62 m. Cursando 12
horas del posoperatorio de mastopexia mas colocacién
de implantes bajo anestesia general balanceada,
reportando sangrado de 100 ml.

Refiere ingesta de sélidos y de liquidos claros 4 y 1
hora, respectivamente, previo al reingreso hospitalario.
Se realiza valoracién explicando los riesgos anestési-
cos de no contar con ayuno adecuado, por lo que se
le ofrece realizar bloqueo del erector de la espina bajo
sedoanalgesia. Riesgo quirurgico: ASA II-U.

Se coloca acceso venoso de 20 G en el miembro
superior izquierdo con solucién Hartman 60 mi/h y
profilaxis antitrombética. Premedicacion con metoclo-
pramida 10 mg IV.

Ingresa la paciente a quiréfano consciente, alerta y
cooperadora. Se realiza monitorizacion no invasiva: PA
127/62 mmHg, FC 75 I.p.m., temperatura 35.9 °C, FR
16 r.p.m. y SpO, 95%. Apoyo de oxigeno suplementario
con puntas nasales a 3 I/min. Sedoanalgesia intrave-
nosa para ansiélisis con midazolam 1.5 mg y fentanilo
150 ug.

Previa asepsia y antisepsia con clorhexidina de la
region tordcica, se coloca un transductor lineal a nivel
T4 derecho para visualizar la anatomia y se procede a
la insercion en plano de una aguja Stilmuplex® de
100 mm, hasta llegar a la punta del proceso transverso,
donde se coloca anestésico local: ropivacaina al 0.37%
75 mg y lidocaina al 1% 200 mg. No presenta datos de
toxicidad por anestésicos locales.

Histéresis farmacoldgica de 15 minutos. Se realiza
incision quirurgica, paciente con RASS (Richmond
Agitation-Sedation Scale) -2, sin cambios hemodina-
micos, mantenimiento PA media 70-88 mmHg, FC
65-70 l.p.m., FR 14-16 r.p.m., SpO, 93-97% y tempera-
tura 35.9-36 °C. Medicamentos adyuvantes: etamsilato
500 mg, ondansetrén 8 mg y paracetamol 1 g.

Duracién del procedimiento: 1 hora y 30 minutos.
Sangrado aproximado: 250 ml.

La paciente pasa a recuperacién con una puntuacién
en la EVA de dolor < 4, PA 118/85 mmHg, FC 65 l.p.m.,
SpO, 98% y Aldrete 10.

Discusion

Se han utilizado diferentes tipos de bloqueos regio-
nales para la cirugia de mama, entre ellos los bloqueos
epidurales toracicos, paravertebrales (BPV), del plano
erector espinal (ESP), retrolaminar, pectorales (PEC |
y Il) y del plano del serrato, asi como la infiltracion local
tumescente.

La inervacion de la mama es compleja’® y depen-
diendo del tipo de cirugia a realizar se tendrd que
planear el o los tipos de bloqueos para cada caso en
particular. Por ejemplo, no es lo mismo una cirugia de
implantes mamarios que una cuadrantectomia o una
mastectomia radical modificada con diseccion axilar'?.
Sin embargo, la anestesia regional se utilizada como
parte de la analgesia multimodal perioperatoria o aso-
ciada con anestesia general'®.

Moris et al.”® presentan un total de 81 pacientes, de
los cuales en 37 se realizaron bloqueos PEC y en 44
se administré infiltracién local; ambos grupos con anes-
tesia general transoperatoria. Observaron similares
resultados en cuanto a dolor tras 1, 2, 6, 12 y 24 horas
de posoperatorio. El grupo de infiltracion local tuvo
menor valor en la EVA de dolor que el grupo de PEC.

Es comun el uso de infiltracién local por parte del
cirujano mientras el paciente recibe anestesia general,
0 bien bloqueos regionales mas infiltracion local por el
cirujano®®?', En el trabajo de Wiliams e lteld* para
cirugia de implantes mamarios utilizan bupivacaina lipo-
somal mas bupivacaina simple en un volumen de 30 cc
por mama, por el cirujano, infiltrando inframamario entre
los musculos intercostales bajo vision directa, asociado
a anestesia general, con buenos resultados.

Son menos frecuentes los trabajos en relacion a
bloqueos regionales mas sedacién Unicamente®-25, El
BPV ha sido utilizado para analgesia en cirugia de
mama por muchos afos, asi como para anestesia de
la misma®®. Aunque podria considerarse el método de
referencia para este procedimiento, no es una técnica
que muchos practican debido a su complejidad y riesgo
potencial de neumotorax.

El bloqueo ESP aparece como una alternativa mas
segura debido a que la apdfisis transversa actia como
barrera evitando que la aguja penetre a planos mas
profundos cercanos a la pleura. A pesar de esto, tiene
diferencias en su distribucion y efectividad en compa-
raciéon con el BPV.

El bloqueo ESP se ubica en el plano fascial del mus-
culo erector de la espina. Este musculo esta confor-
mado por tres grupos musculares: iliocostal, longuisimo
y espinoso, que tienen su origen en la aponeurosis
comun de tres columnas del tenddn ancho. La inerva-
cion del torax esta dada por los nervios espinales
toracicos (nervios intercostales de T6 a T11). Bonvicini
et al.?” describen que una zona de buena cobertura
para cirugia de mama es la aplicaciéon del anestésico
local a nivel de T5, ya que cubre de manera sensorial
los niveles de C7 a T8, y por esto se decide infiltrar a
este nivel. Otro factor importante a tomar en cuenta es
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el riesgo de presentar complicaciones durante la apli-
cacion del bloqueo. Largo-Pineda et al.28 describen el
bloqueo ESP, en comparacion con el bloqueo del ner-
vio intercostal, el bloqueo epidural y el BPV, como una
técnica mas segura y con una mayor tasa de éxito por
el anestesidlogo. Dentro de las complicaciones para
los demas bloqueos se encuentran hipotension, lesién
de la médula espinal, retencion urinaria, diseminacion
epidural, puncion vascular y neumotdrax. Para el blo-
queo ESP reportan muy pocos casos de neumotérax
y priapismo, por su localizacién anatémica.

Habitualmente el bloqueo se realiza a nivel de la
apdfisis transversa de T4 o T5 y el volumen mas utili-
zado es en promedio 20 cc de anestésico local (bupi-
vacaina o ropivacaina), usualmente en concentracion
analgésica. Un ejemplo de lo anterior es el trabajo de
Gurkan et al.?®, en el cual se incluyeron 50 pacientes
divididos en dos grupos: anestesia general + ESP
(bupivacaina al 0.25%) y control. Los resultados fueron
un menor consumo de morfina posoperatoria y menos
nauseas y vomitos en el grupo de ESP durante las 24
horas posoperatorias.

Existen también reportes de bloqueo ESP bilateral
para cancer de mama?®®. En la revision sistematica
realizada por EIHawary et al.%' se revisaron 32 articulos
incluyendo seis estudios aleatorizados controlados, y
se encontré superior al bloqueo ESP en cuanto a con-
trol del dolor y menor uso de opiaceos en el posope-
ratorio comparado con infiltracién local tumescente o
ausencia de bloqueo.

El bloqueo ESP ha mostrado menor eficacia en el
control de dolor comparado con los bloqueos PEC,
pero todos los estudios coinciden en la practicidad y
la seguridad para la ejecucion de este bloqueo.

En la revision sistematica realizada por Leong et al.*?
se observé que el bloqueo ESP tuvo menor eficacia que
el PEC, pero fue similar al BPV, registrando un 2.6% de
neumotorax con este ultimo y un 0% con el bloqueo ESP.

Malawat et al.®® incluyeron 30 pacientes para mas-
tectomia radical modificada con bloqueo ESP a nivel
T4, bupivacaina al 0.5% en 25 cc totales, mas seda-
cion, dando una latencia promedio de 31 minutos y sin
necesidad de administrar anestesia general. Este estu-
dio coincide con nuestros casos en que el anestésico
local fue utilizado en dosis anestésica, se utilizé dexa-
metasona como adyuvante y el tiempo de analgesia
posoperatoria fue prolongado.

A la fecha, sin embargo, el mecanismo de accion del
bloqueo ESP sigue siendo controversial debido a la
variabilidad en los resultados clinicos y los estudios en

cadaveres y pacientes quirdrgicos, que arrojan resul-
tados diferentes®*.

Conclusiones

Lo descrito en este articulo es un reporte de dos casos
similares que requerian cirugia de relativa urgencia en
presencia de estdmago lleno. Hasta donde tenemos
conocimiento, es el Unico reporte de casos con estas
caracteristicas: pacientes que requirieron drenaje de
hematomas posoperatorios, con estémago lleno, en quie-
nes la intubacién representaba un alto riesgo de bron-
coaspiracion y que fueron manejadas con bloqueo ESP
unilateral mas ansiolisis, con RASS -2, manteniendo asi
los reflejos protectores de la via aérea en todo momento.

Ambas pacientes evolucionaron satisfactoriamente
durante el trans- y el posquirdrgico, no requirieron dosis
extra de anestesia local ni de narcéticos, y fueron egre-
sadas un dia después con adecuado control del dolor.
La razén de no utilizar bloqueo fascial tipo PEC o plano
del serrato anterior obedecié en parte a la distorsion
anatémica por el hematoma a tension en la mama.

Apoyamos esta técnica como una alternativa Util para
la realizacion de cirugia de mama sin necesidad de
anestesia general, ya sea con sedaciéon o ansidlisis.
Consideramos que existen areas de oportunidad a desa-
rrollar para un abordaje diferente en estos casos, ya que
la mama cuenta con una inervacion compleja. Si bien
una opcidn alterna pudo ser el sumar infiltracién local en
el sitio quirurgico por el cirujano, en estos casos no nota-
mos variables hemodinamicas durante la primera inci-
sién quirdrgica indicativas de nocicepcion aumentada;
sin embargo, este complemento es una opcién viable.
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CASO CLINICO

Granuloma de colesterol en el seno maxilar

Cholesterol granuloma in the maxillary sinus

Jaime Fernandez-Espinosa’, Michelle Lupa-Mendlovic’*, Gerardo Gutiérrez-Santos’,
Antonio Marino-Silva’ y Laura Mestre Orozco?

TServicio de Otorrinolaringologia; 2Servicio de Patologia Quirdrgica. Centro Médico ABC Santa Fe, Ciudad de México, México

Resumen

El granuloma de colesterol en el seno maxilar es una afeccion rara, caracterizada por una reaccion granulomatosa a cris-
tales de colesterol, generalmente por hemorragias en los senos paranasales. Aunque es mas comun en el oido medio,
también se presenta en otras dreas. Sus sintomas son inespecificos, como obstruccion nasal, dolor facial y cefalea. El diag-
ndstico se realiza mediante estudios de imagen y confirmacion histopatoldgica. El tratamiento de eleccion es la reseccion
quirdrgica. Se presenta el caso de un paciente de 54 afios con antecedentes de cirugia endoscdpica, cuyo diagndstico
final fue granuloma de colesterol y un quiste dentigero, sin recurrencia.

Palabras clave: Granuloma de colesterol. Senos paranasales. Seno maxilar.

Abstract

Cholesterol granuloma of the maxillary sinus is a rare condition characterized by a granulomatous reaction to cholesterol
crystals, usually by hemorrhages in the paranasal sinuses. Although it is most common in the middle ear, it also occurs in
other areas. Its symptoms are nonspecific, such as nasal obstruction, facial pain and headache. Diagnosis is made by imaging
studies and histopathological confirmation. The treatment of choice is surgical resection. We present the case of a 54-year-old
patient with a history of endoscopic surgery, whose final diagnosis was cholesterol granuloma and a dentigerous cyst, without
recurrence.

Keywords: Cholesterol granuloma. Paranasal sinuses. Maxillary sinus.
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Introduccion

El granuloma de colesterol es una afeccion poco
frecuente que consiste en una reaccion granulomatosa
provocada por cristales de colesterol en los tejidos'2.
Aunque su localizacion mas frecuente es el oido medio
y el dpex petroso'?4, también se ha descrito en otros
sitios, como la mandibula, el higado, los pulmones, la
mama y el cerebro, siendo su aparicién en los senos
paranasales poco comun. El granuloma de colesterol
es mas frecuente en los hombres que en las mujeres,
con una proporcion de 3:1. Generalmente aparece
entre los 40 y los 50 afos de edad'-®

Para explicar su fisiopatologia se han propuesto
mecanismos como la obstruccién del drenaje y de la
ventilacion de los senos, lo que genera una presion
negativa y provoca hemorragias en la mucosa. Los
cristales de colesterol, derivados de la rotura de pro-
ductos sanguineos, estimulan una reaccién granuloma-
tosa que provoca la formacion del granuloma de
colesterol®®. Los antecedentes de traumatismo cra-
neoencefdlico o facial, o de cirugias previas en los
senos paranasales, se han identificado como factores
de riesgo significativos's.

Los sintomas principales son inespecificos e inclu-
yen obstruccién nasal, descarga posterior, rinorrea,
dolor facial y cefalea®, aunque la presentacion clinica
varia segun el seno afectado. El seno frontal es el mas
frecuentemente involucrado, seguido por el seno maxi-
lar. Es fundamental diferenciar el granuloma de coles-
terol de otros procesos nasosinusales, como mucoceles,
tumores benignos y malignos, y procesos inflamatorias
crénicos. En la endoscopia nasal puede aparecer
como una masa o un pdlipo antrocoanal. Sin embargo,
el hallazgo més sugestivo antes de la confirmacion
histopatoldgica es la presencia de secrecién nasal
amarillenta’2.

Las estudios de imagen, como la tomografia compu-
tarizada (TC) y la resonancia magnética (RM), son
fundamentales para el diagnéstico. En la TC se observa
ocupacion del seno afectado con densidad de tejidos
blandos o un aspecto quistico, en ocasiones acompa-
fiada de erosién o expansion ésea'’. En la RM aparece
como una lesioén hiperintensa en las secuencias T1 'y
T2, siendo mas precisa que la TC, aunque no se utiliza
de forma sistematica en el contexto prequirtrgico'.

El diagndstico definitivo es histopatoldgico. La lesion
se caracteriza por la presencia de células plasmaticas,
histiocitos, células gigantes multinucleadas y linfocitos,
rodeando depdsitos de colesterol, hemosiderina y otros
productos sanguineos’?.

Figura 1. Resonancia magnética. A: corte coronal,
secuencia T2, que muestra una lesion hiperintensa que
ocupa la totalidad del seno maxilar izquierdo, con
extension hacia la cavidad nasal sin erosion osea.

B: corte axial, secuencia T2, que muestra una lesion
hiperintensa que ocupa la totalidad del seno maxilar
izquierdo, con extension hacia la cavidad nasal sin
erosion dsea.

El tratamiento de eleccidn es la reseccion quirurgica,
ya sea mediante abordaje endoscdpico o abierto
(Caldwell-Luc), dependiendo de su localizacion'?78,

Caso clinico

Vardn de 54 afos con antecedente de cirugia endos-
copica funcional de senos paranasales (uncinectomia
y antrostomia izquierda) por diagndstico de sinusitis
maxilar un afio previo al diagndstico actual. Se pre-
sentd a consulta con obstruccién nasal, rinorrea ama-
rillenta y algia facial de meses de evolucién. En la
exploracion fisica y endoscdpica nasal se observé una
lesién de aspecto polipoide proveniente de la antros-
tomia maxilar previa.

Se le realizd una RM que mostrdé una lesioén hiperin-
tensa que ocupaba la totalidad del seno maxilar
izquierdo, con extension hacia la cavidad nasal sin
erosion osea (Fig. 1).

Se integro el diagndstico de sinusitis maxilar izquierda
y probable quiste de retencidn, por lo que se programé
para reseccion endoscépica. Como hallazgos quirdrgi-
cos se reportd quiste maxilar y abundante moco
purulento.

El diagndstico histopatoldgico reporté un granuloma de
colesterol, negativo para malignidad. Descripcion microscé-
pica: al corte histolégico se identifica una lesién quistica
cuya pared esta compuesta por tejido conectivo e infiltrado
inflamatorio mixto. Se encuentra revestida por epitelio
columnar ciliado pseudoestratificado con ocasionales célu-
las caliciformes. Se observan escasos focos revestidos por
epitelio plano estratificado no queratinizado. Se identifican
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Figura 2. Corte histoldgico en el que se identifica una
lesion quistica cuya pared esta compuesta por tejido
conectivo e infiltrado inflamatorio mixto. Se encuentra
revestida por epitelio columnar ciliado
pseudoestratificado con ocasionales células
caliciformes.

Figura 4. Corte histologico en el que se identifican
espacios elongados en el tejido, los cuales son
remanentes de cristales de colesterol después de su
proceso histologico. Los espacios estadn asociado a una
reaccion a cuerpo extrafio, tejido de granulacion y
abundantes hemosideréfagos.

espacios elongados en el tejido, los cuales son remanentes
de cristales de colesterol después de su proceso histold-
gico. Los espacios estan asociados a una reaccién a cuerpo
extrafio, tejido de granulacion y abundantes hemosiderdfa-
gos. Integrando los hallazgos microscdpicos con el antece-
dente de cirugia, se puede establecer el diagndstico de
quiste quirdrgico ciliado y granuloma de colesterol con una
posible patologia primaria de quiste dentigero (Figs. 2 a 4).

Actualmente el paciente se mantiene asintomatico,
sin datos de recurrencia ni recidiva en la exploracion
fisica.

Figura 3. Corte histoldgico en el que se observan
escasos focos revestidos por epitelio plano estratificado
no queratinizado.

Discusion

El granuloma de colesterol en el seno maxilar es una
afeccion poco frecuente, descrita por primera vez en
1978 por Graham y Micheals®, con aproximadamente
40 casos reportados en la literatura internacional®'°. La
obstruccion del drenaje y la mala ventilacion de los
senos paranasales parecen ser factores clave en su
patogénesis®. Durgam et al. reportaron que el antece-
dente de traumatismo craneoencefélico y cirugia previa
se presentd en el 14% y el 11% de los casos, respec-
tivamente®2. En una revision de la literatura realizada
por Alghulikah et al., que incluy6 17 reportes de casos,
se encuentra una edad de presentacion de 22 a 85
afnos, con un promedio de 53.5 afios, y con una inci-
dencia similar en hombres y mujeres. La mayoria de los
pacientes se presentaron con obstruccion nasal, rino-
rrea y cefalea*’. Chao” reporta un rango de edad de
14 a 70 afos, con un promedio de 41 afios, con pre-
dominio en los hombres, y presenta el Unico caso en
la literatura de granuloma de colesterol bilateral.

En nuestro paciente, la edad de presentacion fue
de 54 afos, coincidiendo con la edad promedio
reportada por Alghulikah et al.* en su revision. El
paciente contaba con el antecedente de cirugia
endoscépica funcional de senos paranasales por
diagndstico de sinusitis, y sus principales sintomas
eran obstruccién nasal, rinorrea y algia facial. El gra-
nuloma se resecd sin complicacién por via endosco-
pica y actualmente el paciente se mantiene sin
recidiva ni recurrencia.

El granuloma de colesterol es dificil de sospechar y
su diagnostico suele ser posquirdrgico, ya que los



10

AN Mep ABC. 2025;70(SupL 1)

sintomas son similares a los de otras enfermedades
inflamatorias de los senos paranasales y no existen
hallazgos endoscopicos ni radioldgicos caracteristicos.
El diagndstico es histopatoldgico y el hallazgo principal
son los cristales de colesterol rodeados por células
multinucleadas gigantes y macrofagos cargados de
hemosiderina.

Conclusion

En resumen, aunque los sintomas del granuloma
de colesterol son inespecificos, su presentacion con
rinorrea hialina amarillenta, junto con hallazgos
radiolégicos como ocupacion del seno maxilar, lesion
expansiva con erosidn ésea e hiperintensidad en las
secuencias T1y T2 en la RM, deben alertar sobre su
posible presencia en los senos paranasales. La
mayoria de los casos se asocian con antecedente de
traumatismo o cirugia previa en los senos paranasa-
les. El tratamiento actual ha evolucionado hacia téc-
nicas endoscépicas minimamente invasivas, que
presentan ventajas significativas y un bajo riesgo de
recurrencia.
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Cierre diferido en el tratamiento exitoso de la rotura ventricular
septal postinfarto
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Resumen

La rotura ventricular septal es una complicacion mecanica rara pero letal del infarto agudo de miocardio. El tratamiento de
eleccion es el quirdrgico; con tratamiento conservador, se estima un 90% de mortalidad en los dos meses siguientes.
Presentamos el caso de un paciente de 81 afios con rotura ventricular septal (RVS) postinfarto, a quien se le realiza angio-
plastia y posteriormente ingresa a la unidad de cuidados intensivos para estabilizacion hemodindmica con el objetivo de
prepararlo para cierre diferido. Se realiza reparacion de RVS con parche de pericardio bovino 21 dias posteriores al even-
to, con adecuada evolucion posquirdrgica.

Palabras clave: Infarto agudo del miocardio. Comunicacion interventricular postinfarto. Complicaciones postinfarto. Choque
cardiogénico.

Abstract

Ventricular septal rupture is a rare but highly lethal mechanical complication of acute myocardial infarction. The gold-standard
treatment is surgical repair; with conservative treatment, 90% mortality is estimated in the following two months. We present
the case of an 81-year-old patient with post-infarction surgical ventricular restoration who underwent angioplasty and was
later admitted to the intensive care unit to assess hemodynamics in order to prepare him for delayed closure. Surgical repair
of the defect was performed 21 days after, and the patient was discharged to the cardiovascular intensive care unit with
adequate postoperative evolution.

Keywords: Acute myocardial infarction. Postinfarction ventricular septal defect. post-infarction complications. Cardiogenic shock.
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Introduccion

La rotura ventricular septal (RVS) es una complica-
cion mecanica del infarto agudo de miocardio (IAM)
con alta letalidad. El tratamiento de eleccion es la
intervencion quirdrgica; sin embargo, presenta una
tasa de mortalidad muy elevada. La reparacion tem-
prana se recomienda generalmente cuando existe
inestabilidad hemodindmica, no obstante, no se ha
definido con precision el tiempo indicado para estable-
cer el manejo. Debido a la baja incidencia de esta
afeccion, la mayoria de la informacién proviene de
cohortes o registros nacionales de pacientes.

Presentacion del caso

Presentamos el caso de un paciente de sexo mas-
culino de 81 afos enviado en contexto de sindrome
coronario agudo de tipo IAM con desnivel positivo del
segmento ST; cuenta con antecedente de hipertension
arterial sistémica de diez afios de diagndstico en tra-
tamiento con antagonistas de los receptores de angio-
tensina 1l (ARA 1), resto de cronico-degenerativos
negados.

Inicio padecimiento actual un dia previo a su ingreso
a las 18:00 h con dolor toracico opresivo, intensidad
10/10 en la escala visual analégica (EVA), acompanado
de respuesta vagal caracterizad por diaforesis y nau-
seas. Acude al Hospital General a las 19:00 h con los
siguientes signos vitales: tensién arterial (TA)
188/83 mmHg, frecuencia cardiaca (FC) 96 Ipm, frecuen-
cia respiratoria 22 rpm, saturacion 96%. Se toma primer
electrocardiograma (ECG) donde se observa desnivel
positivo del segmento ST de V1-V4, se administra acido
acetilsalicilico, clopidogrel, atorvastatina y enoxaparina.
Lo presentan a nuestra unidad en contexto de cédigo
infarto, ingresa 5 h con 50 min de inicio de su afeccién
hemodinamicamente estable, dolor tipo anginoso 5/10,
sin otra sintomatologia agregada. Se toma nuevo ECG,
donde se corrobora infarto anterior y a la auscultacion
se evidencia soplo en barra de predominio en apex; se
solicita ECG transtoracico donde se observa rotura del
septum interventricular en porcién apical de 5 mm, frac-
cion de eyeccion del ventriculo izquierdo (FEVI) 45% y
alteraciones de la movilidad (acinesia septoapical, late-
roapical, inferoapical, anteroapical; hipocinesia infero-
septal segmento medio, acinesia anterior segmento
medio y anteroseptal segmento medio). En el servicio de
hemodinamia se realiza angiografia coronaria, se evi-
dencia enfermedad de dos vasos principales: arteria
descendente anterior (DA) con lesion suboclusiva del

99% en segmento medio y arteria descendente posterior
con lesion en segmento distal focal del 75%. Se realiza
intervencién coronaria percutanea de la DA con coloca-
cion de stent XIENCE Sierra 3 x 38 mm con flujo final
TIMI 3, y en un segundo tiempo se trabaja arteria coro-
naria derecha con colocacién de stent Resolute Onyx
3 x 38 mm en segmento distal con flujo arterial normal
(TIMI 3). Ingresa a unidad de cuidados intensivos cardio-
vasculares, se observa en nuevo ECG rotura del septum
IV de 15 mm con cortocircuito de izquierda a derecha
con diferencia de presiones de 3:1. Durante su estancia
se realiza sesion médico-quirdrgica, siendo aceptado
para cierre de defecto con parche de pericardio, acor-
dando realizarse tres semanas posterior a IAM. El dia 21
posterior a a la rotura del septum interventricular pre-
senta deterioro hemodinamico, datos sugestivos de cho-
que cardiogénico e insuficiencia cardiaca refractaria a
tratamiento, por lo cual se inicia tratamiento con vaso-
presores. Se realiza taller hemodinamico, donde se evi-
dencia disminucion de resistencias vasculares periféricas,
por lo que se presenta como cirugia de urgencia. Ingresa
paciente a quiréfano, se realiza abordaje por esternoto-
mia media, canulacion arterial y bicaval, se inicia deriva-
cion cardiopulmonar total y pinzamiento adrtico. Se
realiza ventriculotomia derecha con corte paralelo al sep-
tum interventricular, se identifica el defecto de 3 x 2 cm
(Fig. 1), se coloca parche de pericardio bovino (Fig. 2) y
se cierra con puntos en U de Prolene 4-0 con pledgets
(Fig. 3); posteriormente se realiza ventriculorrafia con
técnica de sandwich con Prolene 2-0 con pledgets
(Fig. 4). Los hallazgos transoperatorios observados fue-
ron cardiomegalia grado Il global, huella macroscdpica
de infarto en cara inferior y anterior, comunicacion inter-
ventricular fenestrada apical de 3 x 2 cm. Ingresa a
terapia posquirdrgica intubado y con apoyo aminérgico
y vasopresor; se descanula a las 24 hy se retira el apoyo
vasopresor a las 48 h. Egresa a hospitalizacién a las
72 h clinicamente estable, sin apoyo mecanico ventilato-
rio, sin apoyo vasopresor con presién arterial media limi-
trofe, afebril, sin datos de choque. Se realiza nuevo ECG
de control donde se reporta defecto residual del cierre
quirdrgico hemodinamicamente no significativo, FEVI del
32% y cardiomiopatia isquémica con dafio miocardico
moderado. Presenta adecuada evolucion posquirdrgica,
por lo que egresa a domicilio sin complicaciones.

Discusion
La RVS es la complicacion mecanica mas comun del

IAM y conlleva una letalidad muy elevada; ocurre en
aproximadamente el 0.21% de los infartos con
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Figura 1. Defecto en septum interventricular.

elevacion del segmento ST (IAMCEST) y en el 0.04%
de los infartos sin elevacion (IAMSEST)'.

Los factores de riesgo para desarrollar RVS post-IAM
en esta era de reperfusion incluyen edad avanzada,
sexo femenino, ausencia de tabaquismo, hipertension,
infarto ventricular derecho e IAM extenso®. En el
reporte realizado por Elbadawi et al., obtenido de la
base de datos del National Inpatient Sample (NIS) de
2003 a 2015, se evaluaron las complicaciones meca-
nicas derivadas del IAM con elevacion y sin elevacion
del ST. La muestra incluydé 13,767 pacientes que pre-
sentaron complicaciones mecanicas, 10,344 (75%)
desarrollaron RVS y el resto de los pacientes presen-
taron insuficiencia mitral aguda debido a la rotura del
musculo papilar (19%) o por rotura de la pared libre
(6%)°. EI IAMCEST es mas probable que esté asociado
con el infarto transmural que el IAMSEST. Un IAM
transmural es prerrequisito para RVS vy, por lo tanto, es
mas comun que ocurra tras un IAMCEST'. Esta com-
plicacion mecénica se presenta generalmente entre el
segundo y sexto dia, pero puede aparecer en cualquier
momento en las dos semanas siguientes al infarto
agudo. El tiempo promedio de aparicion fue de un dia

Figura 2. Colocacion de parche de pericardio bovino,
defecto de 3 x 2 cm.

en el estudio GUSTO-I (Global Utilization of
Streptokinase and TPA for Occluded Coronary
Arteries), cuatro dias en el estudio de la American
Heart Association (AHA) de complicaciones mecanicas
por IAM y 16 h en el estudio SHOCK*°. Dependiendo
de la presentacion de la rotura septal (tamafo del
infarto, el grado de shunt que presente y la insuficien-
cia ventricular derecha asociada), los pacientes pue-
den cursar con relativa estabilidad hemodinamica o
con franco choque cardiogénico. El determinante méas
importante del resultado del manejo de la RVS es el
desarrollo de insuficiencia cardiaca (izquierda, derecha
0 ambos) y el choque cardiogénico. La gravedad de la
insuficiencia cardiaca esta relacionada con la exten-
sion de necrosis del miocardio y del shunt de izquierda

13
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Figura 3. Cierre con puntos en U con pledgets.

a derecha’. El cierre quirdrgico es actualmente el tra-
tamiento definitivo para la rotura septal ventricular pos-
tinfarto. El manejo generalmente involucra escision de
todo el tejido necrdético, colocacién de parche en el
defecto y revascularizaciéon miocdrdica®. Sin trata-
miento quirurgico, el 90% de los pacientes morira den-
tro de los dos meses siguientes*. Arnaoutakis et al.
publicaron los resultados obtenidos de la cohorte
(1999-2000) de la Base Nacional de Datos de la Society
of Thoracic Surgeons (STS), donde estudiaron a 2,876
pacientes a los cuales se les realiz6 reparacion quirur-
gica por RVS post-IAM. Reportaron una tasa de mor-
talidad general intrahospitalaria a 30 dias del 42.9%,
con una marcada disminucion con el cierre diferido
(54.1% de mortalidad con reparacién quirdrgica en los
primeros siete dias vs. 18.4% después de este tiempo).
Los factores de riesgo que incrementaron la mortalidad
transoperatoria incluyeron la edad, sexo femenino,
choque, infarto inferior, uso de balén de contrapulsa-
cion intraadrtico (BIAC), didlisis, insuficiencia mitral,
reoperacion, cirugia de emergencia y tiempo de la
reparacion®. La mortalidad fue mas alta (60%) en

Figura 4. Ventriculorrafia con técnica de sdndwich con
pledgets.

pacientes que fueron operados en las primeras 24 h,
de acuerdo con otros investigadores’®.

En el estudio de cohorte retrospectivo multicéntrico
internacional CAUTION (The Mechanical Complications
of Acute Myocardial Infarction: an International
Multicenter Cohort) se incluyeron pacientes que fueron
tratados quirdrgicamente por complicaciones mecani-
cas derivadas del IAM. El estudio incluy6 475 pacientes
que fueron sometidos a cirugia por RVS postinfarto de
26 centros de diferentes paises, en el periodo com-
prendido de enero 2001 a diciembre 2019. Los princi-
pales hallazgos de este estudio fueron los siguientes:
a) la tasa de mortalidad temprana fue del 40.4%; b) la
edad avanzada, el paro cardiaco preoperatorio, la
revascularizacion percutdnea y el requerimiento posto-
peratorio de BIAC o oxigenacion por membrana extra-
corpdrea (ECMO) se asociaron de forma independiente
con la mortalidad temprana; c) los tiempos mas prolon-
gados entre el IAM, RVS y la reparacion quirdrgica se
asociaron con menor mortalidad, y d) la RVS recu-
rrente no se asocidé con una mayor mortalidad®. El
momento 6ptimo de la reparacion quirdrgica definitiva
sigue siendo dificil de elucidar. Las guias del Colegio
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Americano del Corazén (ACC) y la AHA recomiendan
reparacion quirlrgica de emergencia independiente-
mente del estado hemodindmico del paciente, por lo
que el tiempo ideal permanece controversial y debe ser
individualizado. En pacientes estables sin falla orga-
nica y anatomia favorable se debe considerar la repa-
racién temprana. En pacientes estables pero con
anatomia compleja o con tejidos friables debe consi-
derarse retrasar la intervencion®. El mecanismo fisio-
patolégico consiste en una necrosis miocardica
transmural excesiva, seguida de la rotura o cicatriza-
cién extensa del tejido afectado. ElI mecanismo con-
vencional de la RVS involucra la necrosis de coagulacion
del tejido isquémico con infiltracion de neutrdfilos, cau-
sando el adelgazamiento y la debilidad del miocardio
septal; este proceso subagudo requiere de tres a cinco
dias. Por otro lado, la rotura que se produce dentro de
las 24 h de la presentacion es mas probable debido a
la diseccion de un hematoma intramural o hemorragia
en el miocardio isquémico®.

En la reparacion temprana, la intervencion se realiza
alrededor del area infartada en el tejido miocardico
friable, lo que aumenta la posibilidad de expandir el
tamano de la RVS. Esto explicaria la elevada tasa de
mortalidad intrahospitalaria comparada con el cierre
diferido®.

El retraso la intervencidn tiene un fundamento meca-
nico; posterior al infarto la actividad de las metalopro-
teinasas y la degradacion tisular alcanzan su punto
maximo en el séptimo dia, mientras que el depdsito de
colageno nuevo comienza entre los dias 2 y 4; los mio-
citos necréticos se reemplazan completamente por
colageno a los 28 dias. Por lo tanto, el diferimiento
podria facilitar el cierre exitoso al permitir que el tejido
friable se organice, fortalezca y se diferencie bien de
la actividad del tejido sano circundante, y el pico de
descomposicién del tejido ocurra en el séptimo dia. El
tejido conectivo y la formacion de la cicatriz alrededor
del defecto resulta en un mejor anclaje para el material
de sutura y en menor potencial de dehiscencia del
parche®. En la reparacion quirtrgica se debe realiza la
revascularizacion miocardica en primera instancia,
para priorizar la proteccion miocardica. Las técnicas
incluyen la de Dagget, el cierre primario del defecto y
la técnica de David, que consta en la colocacion de
parche de endocardio con exclusion de infarto, que es
en la actualidad la méas utilizada en el mundo®. Para la
RVS anterior, el area infartada del ventriculo izquierdo
anterolateral se debe incidir de forma paralela a la DA,
ya que el defecto septal se localiza generalmente por
debajo de la incision. Se debe emplear un parche de

pericardio o material sintético con suturas en U con
pledgets en el area no infartada del ventriculo derecho,
para que toda la porcion del septum del VI sea excluida
del anillo mitral hacia la pared del VI anterolateral. Las
RVS apicales verdaderas se pueden reparar y realizar
un cierre primario amputando el apex. Las RVS poste-
riores se abordan a través de la ventriculotomia en la
pared del VI posterior infartada paralela a la descen-
dente posterior, suturando un parche a la cara del VI
del septum no infartado con cierre con parche, cierre
primario o exclusion del infarto, dependiendo qué tanta
pared libre del VI esté comprometida®. Si se opta por
el cierre diferido, los dispositivos de asistencia ventri-
cular (VAD) han demostrado ser un puente Util hacia la
cirugia, mediante la disminucion de la poscarga y pre-
carga, ayudando a incrementar la perfusion coronaria
en el miocardio afectado. La ECMO veno-arterial ha
demostrado igualmente numerosos beneficios compa-
rado con los VAD, ya que previenen la esternotomia,
proporcionan apoyo en oxigenacion y es facilmente
reversible; permite estabilizacion hemodinamica, recu-
peracion o prevencion de falla organica, lavado del
efecto dual antiagregante y resulta una estrategia para
tomar decisiones*. En la actualidad, los dispositivos de
cierre percutaneo permiten un manejo menos invasivo
en este tipo de pacientes; en casos seleccionados
(defectos < 1.5 cm, etapa subaguda y pobres candida-
tos a cirugia) parecerian una opcién mas viable. Sin
embargo, en una serie de casos de 29 pacientes con
este tipo de manejo, el 41% experimentaron complica-
ciones relacionadas con el procedimiento y la tasa de
supervivencia general a los 30 dias fue del 35%, con
mortalidad mas elevada en pacientes con choque
cardiogénico®.

Conclusiones

La RVS postinfarto sigue siendo una condicion grave
con un tratamiento médico y quirdrgico desafiante; a
pesar de los multiples avances en el manejo del infarto
y en las técnicas quirdrgicas de reparacion, la tasa de
mortalidad no ha cambiado significativamente en déca-
das. De acuerdo con las bases de datos y cohortes
revisados, se ha observado un mejor prondstico con el
cierre diferido'; sin embargo, se requieren mas estudios
prospectivos que incluyan no solo mejoria en las técni-
cas quirurgicas, sino el manejo preoperatorio, con la
finalidad de mejorar la actual tasa subdptima de morta-
lidad temprana. En nuestro instituto, tomando en cuenta
los reportes de literatura y experiencia de nuestro cen-
tro, el algoritmo de manejo para esta complicacion
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mecdnica consiste en ingresar al paciente en la unidad
coronaria de cuidados intensivos, optimizacion de trata-
miento farmacoldgico, apoyo con soporte ventricular y
realizar la reparacion quirlrgica tras 14 dias después del
evento. En caso de inestabilidad hemodinamica, se con-
sidera la intervencion con soporte circulatorio mecanico
y correccion quirdrgica posterior a siete dias, ya que se
obtienen resultados satisfactorios.
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CASO CLINICO

Tumor calcificante de células de Sertoli: reporte en
paciente pediatrico

Large calcifying cell Sertoli cell tumors: report in a
pediatric patient
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Resumen

Los tumores calcificantes de células de Sertoli de células grandes son una entidad rara que representan menos del 1% de
los tumores testiculares en pediatria. Se presenta el caso de un paciente de sexo masculino de 14 afios que acude a con-
sulta de urologia pedidtrica refiriendo aumento de volumen testicular izquierdo. Se solicita estudio ultrasonogréfico, el cual
reporta como hallazgo incidental una lesion tumoral en el polo inferior del testiculo izquierdo. Se realiza orquiectomia radical,
el reporte histopatologico diagndstica un tumor calcificante de células de Sertoli de células grandes.

Palabras clave: Tumor de células de Sertoli. Tumor testicular. Tumor calcificante. Tumores de células no germinales.

Abstract

Large calcifying cell Sertoli cell tumors are a rare entity that accounts for less than 1% of all pediatric testicular tumors. We
present the case of a 14-year-old male who attended the pediatric urology consultation due to an increase in left testicular
volume. Incidental ultrasound findings revealed a tumoral lesion in the lower pole of the left testicle. A radical orchiectomy
was performed, with a histopathological report diagnosing a large-cell calcifying Sertoli cell tumor.

Keywords: Sertoli cell tumor. Testicular tumor. Calcifying tumor. Non-germ cell tumors.
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Introduccion

En pediatria, los tumores testiculares primarios
representan tan solo el 1% de todos los tumores séli-
dos y suelen tener un pico de incidencia prepuberal
alrededor de los 3 afios'. Aun cuando la prevalencia
es baja, el 75% de estos seran denominados malignos
y pasaran a representar el 0.5% de todos los diagnds-
ticos de cancer, hasta el 1.5% del cancer en hombres
y el 5% de los canceres urolégicos'.

Los tumores testiculares generalmente cursan como
una masa nodular, unilateral e indolora, que por su
histologia se dividen en dos grandes grupos: tumores
de células germinales (90%) y tumores de células no
germinales (10%)?°.

Los tumores de células no germinales se subdivi-
den en tumores del corddn sexual, dentro de los
cuales encontramos los de células de Sertoli, que
son el segundo tipo mas comun de estos y represen-
tan apenas el 1% de todos los tumores tes-
ticulares®*5. Dentro de los tumores de células de
Sertoli, se identifican cuatro subtipos: células gran-
des calcificadas, esclerosante, intratubular hializante
y clasico?.

Los tumores calcificantes de células de Sertoli de
células grandes (TCCSCG) se caracterizan, como su
nombre lo indica, por una calcificacion masiva y/o
abundante citoplasma eosinofilico y crecimiento intra-
tubularé. El 60% de estos seran esporadicos, mientras
que el resto se asociara con sindromes de predispo-
sicién a cancer y variantes germinales, como es el
caso del complejo de Carney, Peutz-Jegher y la
neurofibromatosis 147. Si bien el 80-90% de estos
tumores tienen un curso benigno’, la orquiectomia
prevalece como el tratamiento de elecciéon en estos
pacientes’?.

Reporte de caso

Acude a consulta de urologia pediatrica paciente de
sexo masculino de 14 afos, previamente sano, quien
identifica pequefia tumoracién en polo superior del tes-
ticulo izquierdo. A la exploracion fisica unicamente se
identifica una tumoracion testicular de alrededor de
1.5 cm dependiente del epididimo, por lo que se solicita
estudio ultrasonografico, el cual reporta quiste simple
de epididimo izquierdo de 18 x 15 mm de diametro,
correlacionando con la clinica del paciente; sin
embargo, se notifica como hallazgo agregado imagen
nodular heterogénea en polo inferior de testiculo
izquierdo, hipovascular (Fig. 1).

Se ofrece vigilancia clinica y seguimiento ultrasono-
gréfico a los 3 meses. Durante este periodo, el paciente
cursa asintomatico sin aumento de volumen o cambios
en la consistencia del testiculo izquierdo.

En el ultrasonido de seguimiento se revelan cambios
en la lesién solida del polo inferior izquierdo, con incre-
mento en el ndmero de calcificaciones, aumento en
volumen medido a 5 x 5 x 5 mm, contorno mal delimi-
tado, pérdida de interfase con el resto del parénquima
y mayor rigidez del tejido tumoral (Fig. 2). Se realiza
estudio de extension con marcadores tumorales,
siendo negativos: DHL 135 U/l fraccién beta de gona-
dotropina coridénica humana < 0.2 Ul/ml y la alfa-1-fe-
toproteina en 2 ng/ml.

Se establece el diagndstico prequirdrgico de tumo-
racion sélida testicular izquierda y quiste simple mul-
tiple de epididimo izquierdo. Se realiza orquiectomia
radical izquierda con abordaje inguinal y envio del
tejido al laboratorio de patologia (Fig. 3). El analisis
histopatoldgico reporta neoplasia bien delimitada, con
células en patron trabecular y focalmente tubular, de
citoplasma amplio, granular, claro y eosindfilo, de
nucleos de cromatina vesicular con nucléolos eviden-
tes y una mitosis en 10 campos de 40x. Entre las
células neoplasicas hay calcificaciones focales,
estroma mixoide, infiltrado inflamatorio de tipo polimor-
fonuclear y linfocitos periféricos. Por inmunohistoqui-
mica las células neopldsicas son positivas a la
alfa-inhibina, a la calretinina, a la vimentina,
focalmente a la proteina S-100 y a la citoqueratina
AE1/3. Se determina como diagndstico definitivo
TCCSCG.

Se solicita una tomografia por emisién de positro-
nes-tomografia computarizada, la cual reporta ganglios
axilares y retropectorales izquierdos, mesentéricos y
pélvicos con metabolismo difuso. Asi mismo, se reporta
adenopatia iliaca externa izquierda probablemente
inflamatoria; se observan cambios quirurgicos y fibro-
cicatriciales por la orquiectomia realizada.

Se realiza una segunda intervencién en la cual se
coloca una prétesis testicular del lado izquierdo, sin com-
plicaciones. Se hace un ultimo ultrasonido de segui-
miento que informa ausencia quirlrgica de testiculo
izquierdo sin complicaciones y testiculo derecho sin alte-
raciones con quiste simple en cabeza del epididimo
ipsilateral.

Discusion
Los TCCSCG representan menos del 1% de todas
las neoplasias testiculares’. El 60% de estos tumores
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Figura 1. A: se observa imagen nodular heterogénea en polo inferior del testiculo izquierdo. B: se identifica imagen
anecoica, redondeada, bien delimitada, de 18.8 mm en la cabeza del epididimo. C y D: se advierte vascularidad
general conservada, la imagen nodular previamente descrita se aprecia con hipovascularidad.

Figura 2. Ay B: en el polo inferior del testiculo izquierdo, se observa lesién redondeada de aspecto heterogéneo con
calcificaciones puntiformes, de contorno mal delimitado con pérdida de interfase con el resto del parénquima. C: se
aprecia mayor rigidez con elastografia.
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Figura 3. Al realizar el corte del testiculo, se identifica
en el polo inferior una lesion contenida al parénquima
testicular de bordes definidos de 0.5 x 0.5 cm, de color
café-amarillo y consistencia blanda.

seran esporadicos, mientras que el 40% restante esta-
ran asociados a sindromes neoplasicos, como Peutz-
Jegher y el complejo de Carney?°”.

Los TCCSCG se pueden clasificar en dos grupos cli-
nicos dependiendo de la edad de presentacion. En pri-
mera instancia, se identifican los tumores de aparicion
temprana, que se detectan en las primeras dos décadas
de la vida, con edad media diagndstico de 17 afos.
Generalmente se relacionan con sindrome genéticos y
suelen ser multifocales y bilaterales, lo que se asocia con
un curso benigno de la enfermedad. En contraste, los
tumores de aparicion tardia se identifican en adultos jove-
nes, suelen ser esporadicos, unifocales, unilaterales, y se
relacionan con cursos malignos de la enfermedad®”’.

A la exploracion fisica, los hallazgos resultan inespe-
cificos, pues muchas veces solo se encontrara una masa
testicular indolora y en tan solo el 10% de los pacientes
se pueden observar datos de virilizacion o pubertad pre-
coz?®. Por este motivo, resulta indispensable comple-
mentar el abordaje por medio de ultrasonido; el cual sera
sugestivo de un TCCSCG si reporta areas redondeadas,
lisas e hiperecogénicas, con o sin microcalcificaciones,
aumento del flujo vascular proximal a las zonas calcifi-
cadas y ausencia de tejidos blandos o quisticos®.

Aunque los estudios imagenoldgicos pueden sugerir
un TCCSCG, el diagndstico definitivo se logra a por
medio del estudio histopatoldgico, el cual identifica
calcificaciones masivas con patron de crecimiento
nodular, nidos y trabéculas de células epitelioides pali-
das o eosinofilicas intercaladas y estroma mixoide
hipocelular rico en neutrdfilos; y la inmunohistoquimica,
la cual resulta positiva a la inhibina, la vimentina, la
calretinina y la proteina S100%6. Ademas del objetivo
diagnostico, la histopatologia permite distinguir aque-
llas lesiones sugestivas de malignidad, como son los

tumores > 4 cm, con crecimiento extratesticular, pre-
sencia de necrosis, atipia citoldgica de alto grado, inva-
sién del espacio vascular y alta actividad mitética®>.

Actualmente la orquiectomia radical con abordaje
inguinal es el tratamiento de eleccion para los tumores
testiculares, particularmente en casos de afeccion uni-
lateral®®. Este enfoque reduce el riesgo de disemina-
cién y recurrencia al evitar la violacion escrotal®. Sin
embargo, ya que la mayoria de los tumores testiculares
resultan benignos, la cirugia de preservacion testicular
con biopsia por congelacion ha ganado relevancia
como una alternativa viable®.

La orquiectomia radical proporciona un beneficio
diagnostico y un control tumoral significativo. No obs-
tante, este procedimiento tiene desventajas importan-
tes, como alteraciones hormonales y pérdida gonadal,
especialmente en casos de tumores benignos'®. Por
ello, se ha comenzado a explorar opciones mas con-
servadoras que no solo mantengan los beneficios tra-
dicionales, sino que también ofrezcan ventajas
psicoldgicas, cosméticas y reproductivas®.

Al contemplar la cirugia de preservacion testicular
como alternativa terapéutica, se deben considerar dos
cuestiones importantes; la primera, si la lesién es pro-
bablemente benigna; la segunda, si la localizacion y el
tamafo de la lesion permiten realizar una cirugia de
conservadora®®.

Para valorar la benignidad o malignidad de la
lesién se debe recordar que de manera preoperatoria
se usaran los estudios de imagenologia y los mar-
cadores tumorales, es decir, que toda lesion con
marcadores negativos y que por imagen presenta
bordes bien delimitados, sin aumento de vasculari-
dad; podria beneficiarse de un abordaje quirtrgico
conservador®. De manera intraoperatoria, se confir-
mard la sospecha de benignidad por medio de biop-
sias por congelamiento, lo que permitira continuar
con el abordaje propuesto o por el contrario obligara
a realizar una orquiectomia radical''. La localizacion
y el tamafho del tumor se valoraran tanto en el
preoperatorio como en el tiempo quirlrgico y las
variables que considerar incluyen la proporcién del
tumor y del tejido testicular viable, la infiltracién al
epididimo y red de testis, y el aporte vascular al
tejido remanente®.

Con el fin de discernir qué pacientes podrian bene-
ficiarse de un abordaje conservador, se han estable-
cido indicaciones relacionadas con las caracteristicas
tumorales'®';

— Tumores bilaterales sincrénicos.
- Tumores contralaterales metacrénicos.
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— Tumores unilaterales.

— Tumores < 30% del volumen testicular total.
— Tumores < 2 cm.

- Testosterona preoperatoria normal.

— Masas testiculares no palpables (< 1 cm).

A pesar de que la mayoria de los tumores de células
de Sertoli son benignos en la edad pediétrica, hoy por
hoy el tratamiento de eleccion es la orquiectomia radi-
cal. Aun asi, es fundamental individualizar el trata-
miento para cada paciente, en especial al existir una
alternativa terapéutica.

Conclusion

En la evaluacion del paciente pediatrico con la pre-
sencia de una masa testicular la exploracion fisica es
sumamente importante. Incluso asi, es fundamental
complementar con un ultrasonido testicular, pues de
manera no invasiva permite evaluar las lesiones y esta-
blecer decisiones diagndsticas y conductas terapéuti-
cas oportunas.

Por otro lado, la eleccién terapéutica debe individua-
lizarse considerando no solo los beneficios clinicos,
sino también los psicoldgicos, reproductivos y estéti-
cos, optimizando asi los resultados y el impacto en la
calidad de vida del paciente pediatrico.
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CLINICAL CASE

Tetralogy of Fallot in a 73-year-old woman
Tetralogia de Fallot en una mujer de 73 anos de edad
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Abstract

Fallot’s tetralogy is a congenital heart defect characterized by underdevelopment of the right ventricular infundibulum, ante-
rior and leftward displacement of the interventricular septum, and pulmonary stenosis with a large ventricular septal defect.
Patient survival relies on surgical repair. We present the case of a 73-year-old patient with surgically corrected Fallot’s tetra-
logy in her childhood. After decades of lost follow-up, she presented to our unit with syncope, weakness, dyspnea, and heart
failure symptoms. The patient was successfully treated and discharged with clinical improvement.

Keywords: Tetralogy of Fallot. Congenital heart defects. Pulmonary heart disease.

Resumen

La tetralogia de Fallot es una cardiopatia congénita caracterizada por el subdesarrollo del infundibulo del ventriculo derecho,
desplazamiento anterior y hacia la izquierda del tabique interventricular, y estenosis pulmonar con comunicacion interven-
tricular grande. La supervivencia depende de la reparacion quirdrgica. Presentamos el caso de una paciente de 73 afos
con tetralogia de Fallot corregida quirdrgicamente en su infancia. Tras décadas de pérdida de seguimiento, acudié a nues-
tra unidad con sincope, debilidad, disnea e insuficiencia cardiaca. La paciente fue tratada con éxito y dada de alta con
mejoria clinica.

Palabras clave: Tetralogia de Fallot. Defectos congénitos del corazon. Cardiopatia pulmonar.
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Introduction

Tetralogy of Fallot (TF) is the most common cyanotic
congenital cardiopathy, representing around 5% of all
heart diseases of congenital origin. It was first described
in 1671 by Dan Stentson, but until 1888, Doctor Etienne-
Louis Fallot detailed the four main cardiac defects
derived from malformation of the aorticopulmonary
septum'. Pathophysiologically, these defects cause the
development of a right-to-left shunt and right ventricular
(RV) outflow tract obstruction whose main clinical man-
ifestations are generalized cyanosis, recurrent respira-
tory distress, and heart failure?.

To improve the symptomatology, the treatment con-
sists of surgical repair of the septal defects during the
early months or years of life. Although the post-opera-
tive survival rate at 5 and 10 years is 92 and 74%,
respectively, up to 14% of cases require a second inter-
vention in the medium or long term due to complica-
tions such as arrhythmias and heart failure depending
on initial anatomy, surgical approach, and post-opera-
tive control and follow-up over time'.

Repaired TF associated heart failure is not only the
main long-term complication and primary admission
diagnosis, but also the major cause of death among
these patients due to an increased risk of readmission
with a higher rate of mortality. This is not only clinically
relevant due to the need of treating complications in
specialized cardiovascular centers, but also has a
financial impact associated with out-of-pocket expenses
for medical attention®.

Therefore, we report the case of a 73-year-old female
patient with corrected TF who arrived at our cardiology
service for diagnostic evaluation and therapeutic man-
agement decades after undergoing corrective surgery.
Even though the first treated surgically TF was in 1945,
with a palliative subclavian—pulmonary arterial shunt?,
our patient was treated with transannular patches
successfully.

Case presentation

A 73-year-old woman arrives at the emergency
department presenting dyspnea and heart failure symp-
toms with moderate exertion for 2 weeks, worsening of
her symptoms, developing heart failure with moderate
exertion accompanied with a history of falls from her
support plane 4 times with syncope. As her symptoms
persisted, she decided to go to the emergency depart-
ment to manage her current condition.

D.T. Gutiérrez-Guadarrama et al. Tetralogy of Fallot

She arrives with disorientation in time and place,
general weakness, and anterograde amnesia. She has
a history of hypertension; decompensated heart failure
New York Heart Association class IV/American Heart
Association stage C (NYHA IV/AHA C); chronic obstruc-
tive pulmonary disease Global Initiative for Chroninc
Obstructive Lung Disease Stage D (GOLD D), and a
TF corrected surgically in childhood. On auscultation,
a holosystolic murmur predominantly in the aortic area
increases during the Rivero-Carvallo maneuver.

In the examination, there was a remarkably general-
ized pitting edema of 1 year of evolution Godett 4+, with
hot and painful erythema in the lower hemiabdomen
and lower limbs of 2 weeks of evolution, and peribuccal
cyanosis. The pulse rate was 65 beats/min; blood pres-
sure of 137/75; respiratory rate of 16/min, and oxygen
saturation of 75%. Complementary diagnostic studies
were performed to complete the clinical assesment
(Fig. 1). The electrocardiogram showed a non-sinus
rhythm (Fig. 2), with a right bundle branch block and
atrial tachycardia with a 3 grade atrioventricular (AV)
block, with non-specific intraventricular conduction alter-
ations and secondary ventricular alterations. The echo-
cardiogram showed chronic changes with cardiac
remodeling characterized by a remarkable dilatation of
both atria and right ventricle, and a hypertrophic inter-
ventricular septum.

The initial approach was with loop diuretics to reduce
pulmonary congestion and peripheral edema. The
patient was discharged with clinical improvement and
with optimal treatment for heart failure.

Discussion

TF is a congenital cardiac disease characterized by
underdevelopment of the RV infundibulum, with an
anterior and leftward displacement of the interventricu-
lar septum, and associated with right ventricle outflow
pulmonary stenosis and large ventricular septal defect
(VSD). The first description was done by Roger, and
Wilson in 1908°. A second case was not reported until
Kurtz et al. described their case in 1927°. TF was first
treated surgically by Blalock and Taussig in 1945, with
a palliative subclavian-pulmonary arterial shunt*. Other
types of systemic-Potts et al. introduced pulmonary
arterial shunts in 19467, Klinner in 19618, Davidson in
19559 and palliation by direct relief of pulmonary ste-
nosis with a closed technique was introduced by Holmes
Sellors™ and Brock ™12 in 1948. TF was first successfully
repaired by Lillehei et al. at the University of Minnesota
in 1954 using controlled cross-circulation with another
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Figure 1. A: four-chamber view on transthoracic echocardiography: showing dilation of both atria, atrial septal
defect, hypertrophic interventricular septum, and a small left ventricle chamber due to right ventricle dilation.
B: illustration of cardiac remodeling due to congenital heart disease. C: radiography with data of pulmonary

congestion and cardiomegaly.
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Figure 2. Patient’s electrocardiogram at the emergency department. 12-lead electrocardiogram with standard
calibration, non-sinus rhythm, with right bundle branch block and junctional rhythm, heart rate of 65 bpm, upright
position, and levorotatory transition. With non-specific intraventricular conduction disturbances and secondary

ventricular repolarization disturbances.

person serving as oxygenator’®. The first successful
repair of TF using a pump-oxygenator was done by
Kirklin et al. at the Mayo Clinic in 1955'. Cohen et al.
introduced patch enlargement of the RV infundibulum
in 19575, and Kirklin et al. reported in 1959, the use of
transannular patches'®. Use of an RV-pulmonary trunk
conduit for TF with pulmonary atresia was done by
Kirklin et al. in 1965", and Ross and Somerville first
reported the use of a valved extracardiac conduit for this
purpose in 19668

TF is one of the most common cardiac malforma-
tions™®. Its prevalence mainly consists of 3 cases/10,000
live births, and it accounts for about 5-10% of all con-
genital defects, with substantial geographic variations.
It seems to be sporadically associated with microdele-
tions on 22q, highly related to retinoic acid intake and
untreated diabetes in pregnancy, and with a risk of
recurrence of about 3% in siblings®®2'. It consists of four
main malformations: interventricular communication, a
narrowing of the pulmonary valve and main pulmonary




artery, an enlargement of the aortic valve, and RV
hypertrophy?%22, The severity of the disease depends
on the amount of outflow obstruction of the right ventri-
cle. Clinically, this pathology usually manifests during
the neonatal stage with generalized cyanosis, condi-
tioned by the presence of a right-to-left shunt, leading
to hypoxemia and severe cyanosis'. For the diagnosis,
echocardiography is the gold standard to evaluate the
VSD, the obstruction of the RV outflow tract, pulmonary
valve, and pulmonary arteries pressure, the ventricular
function and size, and if there is any tricuspid regurgi-
tation and increase of RV pressure?®.

Regarding treatment, surgical management is the
alternative of choice. Patient age and surgical interven-
tion are determinants of survival in adults; of the
patients in their 30’s, 90% survive with a surgical repair,
while only 10% survive without surgical intervention®1°.
Therefore, it is crucial to make a timely diagnosis and
perform early surgical management. Years after a sur-
gical repair, the main hemodynamic consequences are
pulmonary regurgitation and a degree of residual RV
outflow obstruction, especially as patients age.
Evidence suggests that both entities raise gradual
regression of right ventricle volume to near pre-opera-
tive values after 10 years of replacement surgery, there-
fore, it leads to pulmonary heart disease, also called
“Cor pulmonale”, with heart remodeling by chronic vol-
ume or pressure overload in the right ventricle!?.
Moreover, this cascade of events leads to myocardial
damage, dilatation of cavities, electrical conductions
disorders, and changes in ventricular mechanics with
important clinical implications which eventually mani-
fest with heart failure as observed in this case'-?2.

In this context, authors debate that follow-up evalua-
tion with imaging studies like echocardiography and
magnetic resonance imaging continues to be a crucial
element in planning the approach of these patients to
address the problem in time, not so prematurely as to
lead to recurrent surgical procedures, but not so late as
to reach stages of major deterioration in which clinical
and financial impact grows exponentially with an
increased risk of readmission, twice the cost of hospi-
talization compared to non-congenital heart failure, an
19-fold higher risk of cardiovascular events and a higher
rate of morbimortality’22. Highlighting the need for
adequate follow-up to prevent complications, especially
in a country where there are few specialized centers or
where they are so centralized that access to them is
difficult®.

D.T. Gutiérrez-Guadarrama et al. Tetralogy of Fallot

Conclusion

The TF is more prevalent during childhood than
adulthood and has a survival rate until the fourth or fifth
decade of life if it is surgically corrected on time. This
case was an unusual presentation of a corrected TF
since the patient arrived with signs and symptoms of
decompensated pulmonary heart disease, including
cardiac remodeling on electrocardiogram and echocar-
diogram. It has been almost 40 years since the first
published reports of primary repair in neonates and
infants, and more than 15 years since one-stage and
two-stage repair have been compared with formal anal-
ysis. Nevertheless, current practice varies among indi-
vidual surgeons and institutions, with one- and
two-stage repair frequently practiced using varying pro-
tocols. Therefore, the highlights of this case show us a
successful surgical repairment and the importance of
adequate medical follow-up to improve results, assess
other therapeutic strategies, and have an impact on the
financial and morbimortality evolution of patients.
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CLINICAL CASE

Awake fiberoptic intubation in a patient with tongue base
cancer and limited mouth opening

Intubacion traqueal despierta con fibrobroncoscopio en
paciente con carcinoma de base de lengua y apertura oral

Ricardo Serna-Mufioz*, Horacio Olivares-Mendoza, Adriana Jimenez-Ramos, and Cristian I. Ham-Armenta

Anesthesiology Service, Centro Médico ABC, Mexico City, Mexico

Abstract

Awake fiberoptic intubation is a safe and effective technique for anticipated difficult airway management. We present the
case of a patient with an infiltrating tongue base tumor, no ventilatory compromise, but significant limitation to mouth opening.
Awake intubation was performed using conscious sedation with dexmedetomidine and fentanyl, atropine as antisialagogue,
and local anesthesia through combined spray and spray-as-you-go technique. The intubation was successful on the first
attempt, without respiratory or hemodynamic complications. The patient remained cooperative and had no recollection of the
procedure. This case highlights the utility of a structured protocol, appropriate sedation, and a trained airway team. The
approach adhered to current guidelines and demonstrates that awake intubation can be safely performed with excellent
tolerance and high success when patient selection is appropriate.

Keywords: Fiberoptic intubation. Difficult airway management. Awake tracheal intubation. Oral tumors. Complex airway.

Resumen

La intubacidn con fibrobroncoscopio en paciente despierto es una técnica segura y eficaz para el manejo de la via aérea
dificil anticipada. Presentamos el caso de una paciente con una neoplasia infiltrante de base de lengua, sin limitacion
funcional ventilatoria, pero con restriccion significativa a la apertura oral. Se realizé intubacidn despierto con fibrobroncoscopio
utilizando sedacion consciente con dexmedetomidina y fentanilo, antisialogogo (atropina) y anestesia local en técnica
combinada (spray y spray-as-you-go). La intubacion fue exitosa en el primer intento, sin complicaciones respiratorias ni
hemodindmicas. La paciente se mantuvo colaboradora y sin recuerdo del procedimiento. Este caso destaca la utilidad de
un protocolo estructurado, el uso de sedacion adecuada y la necesidad de equipos entrenados en el manejo de via aérea
dificil. La técnica se mantuvo dentro de las recomendaciones actuales y demuestra que la intubacion despierto puede
realizarse de forma segura con buena tolerancia y alto grado de éxito cuando se selecciona adecuadamente al paciente.

Palabras clave: Intubacion con fibra dptica. Manejo de la via aérea dificil. Intubacion traqueal despierto. Tumores orales.
Via aérea compleja.
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Introduction

Awake fiberoptic intubation (AFQI) is the technique
of choice for managing anticipated difficult airways, as
it allows tracheal intubation in an awake, spontaneously
breathing patient before induction of general anesthe-
sia, thereby minimizing the risk of a “cannot intubate,
cannot oxygenate” scenario'.

Successful awake intubation depends on proper
patient selection, meticulous preparation, and a team
familiar with the available techniques and airway plan-
ning strategies.

In this case report, we present the perioperative man-
agement of a 45-year-old female with a base of tongue
tumor and severely limited mouth opening, scheduled
for biopsy under general anesthesia. An awake tracheal
intubation (ATI) approach was carefully planned and
carried out using topical anesthesia, antisialogogue
administration, intravenous (IV) sedation, and fiberoptic
intubation (FOI). The procedure was completed suc-
cessfully, without hemodynamic or respiratory compli-
cations, and was well tolerated by the patient.

When performed by an experienced team, AFOI
remains a safe and effective technique in patients with
anatomical complexities of the airway.

Case description

A 45-year-old woman, who provided consent for the
reporting of this case, presented with a tumor at the
base of the tongue and restricted oral aperture, sched-
uled for a biopsy. On admission, the patient reported a
seven-day history of limited oral intake due to worsen-
ing oral symptoms and restricted mouth opening.

A tongue magnetic resonance imaging (Fig. 1)
reported an infiltrative lesion is identified in the pos-
terior two-thirds of the tongue, with irregular, poorly
defined borders, predominantly involving the right
half and crossing the midline. The lesion measures
42 x 32 x 43 mm in anteroposterior, transverse, and
craniocaudal dimensions, respectively. No invasion of
adjacent bone is observed.

Ipsilateral lymphadenopathy is noted in level Ib
(12 mm) and level Ila (14 mm) on the right side, both
without central necrosis. Additional smaller lymph
nodes with well-defined borders and homogeneous
enhancement are present in levels Ib, lla, llb, and Ill.

The parotid and submandibular glands appear unre-
markable. No abnormalities are observed in the naso-
pharynx, oropharynx, laryngeal structures, trachea, or
cervical esophagus.

Diagnostic impression: infiltrative neoplasm involving
the tongue and floor of mouth, associated with second-
ary nodal involvement, highly suggestive of squamous
cell carcinoma.

The patient had no significant medical history.
However, during the pre-operative evaluation, notable
anatomical airway alterations were identified, including
restricted oral aperture, an infiltrative neoplasm at the
base of the tongue, increased pretracheal volume, lim-
ited neck extension, and restricted mandibular protru-
sion (Fig. 2).

Given these anatomical challenges, a multidisci-
plinary team convened to discuss airway management
strategies aimed at minimizing risks. ATl was selected
as the preferred approach. The procedure was thor-
oughly explained to the patient, emphasizing clear, con-
tinuous communication throughout. The patient was
instructed to raise her arm if she experienced discom-
fort, allowing for immediate adjustment or cessation of
the procedure if necessary.

On arrival in the operating room, standard monitoring
was initiated, revealing a blood pressure (BP) of
134/81 mmHg, heart rate (HR) of 86 bpm, and oxygen
saturation (SpO,) of 99%. A dose of 500 mcg atropine IV
was administered, and the patient was positioned at a 30°
head-up angle with supplemental oxygen provided via a
reservoir mask at 10 L/min. Nebulized lidocaine (80 mg)
was started, and a dexmedetomidine infusion was admin-
istered at a rate of 0.5 pug/kg over 10 min. Additionally, a
dose of 150 mcg fentanyl IV was administered.

Topical anesthesia was achieved with six sprays of
10% lidocaine on the anterior pillars of the oropharynx,
followed by four sprays of 2% lidocaine. Lidocaine was
applied to the tongue, oropharynx, and surrounding
structures. When the patient no longer felt discomfort
with a sputum suction tube, a Williams cannula was
placed, and fiberoptic bronchoscopy was initiated
shortly thereafter. On reaching the glottis, 2 mL of 2%
lidocaine was administered through the bronchoscope’s
working channel, achieving local anesthesia of the glot-
tic and subglottic trachea. After a 2-min wait to ensure
the anesthetic had taken effect, 2 mL of 2% lidocaine
was again sprayed into the airway. The patient was
instructed to cough gently, exposing the glottis, allow-
ing the bronchoscope to pass smoothly through the
glottis and reach the tracheal rings.

A 7.0 mm endotracheal tube (ETT) was then advanced
over the bronchoscope without complications. Correct
placement was confirmed by an end-tidal CO, waveform,
after which 50 mg of propofol IV was administered.
Anesthesia was maintained with 2% sevoflurane and
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Figure 1. Pre-operative magnetic resonance imaging of
the head and neck. Axial (top row) and sagittal (bottom
row) T2-weighted images demonstrate an infiltrative
lesion occupying the posterior two-thirds of the tongue,
crossing the midline, and displacing adjacent
oropharyngeal structures.

7 cmH,O of pressure support ventilation. Vital signs
remained stable throughout the procedure, with a BP
of 115/75 mmHg, HR of 68 bpm, and SpO, of 98%.

The surgery lasted approximately 25 min, and the
patient was extubated fully awake without any
complications.

Discussion

Awake intubation has become a fundamental skill in
anesthesiologist training for managing complex airways.
This technique offers significant advantages, including a
strong safety profile by allowing spontaneous ventilation
and maintaining airway tone until it is fully secured.
Awake intubation has a low rate of complications and a
high success rate, rarely requiring rescue strategies
such as emergency surgical access. For these reasons,
it is now considered the gold standard for anticipated
difficult airway management and is incorporated into
most complex airway management algorithms?>2,

Airway management in patients with oromaxillofacial
tumors requires a multidisciplinary approach with
advanced strategies. Patients can present restrict mouth
opening, displace critical anatomical structures, and
increase the risk of post-operative bleeding or edema.
In oncology centers, approximately 25% of head and
neck cancer patients undergo AFQOI before a surgical
or diagnostic procedure®.

According to the international guidelines from the
Difficult Airway Society for ATI, there are four fundamental

pillars for successful management: sedation, oxygen-
ation, topicalization, and intubation. Various methods
are described in the literature to achieve these essen-
tial components, and the choice of each strategy
depends on the patient’s anatomical and physiological
characteristics, available resources, and the opera-
tor’s experience'®.

Furthermore, these guidelines recommend docu-
menting awake intubation cases to inform and guide
the management of future patients with similar pathol-
ogies. This documentation should include details on the
oxygenation technique, topicalization method, sedation
strategy, devices and tubes used, the intubation
approach (nasal or oral), the number of attempts, and
any adverse events or complications that may arise
during the procedure®”.

In line with these principles and the recommenda-
tions from international guidelines, we present a
detailed account of our airway management strategy in
this case. By systematically describing our choices
regarding sedation, oxygenation, topicalization, and
intubation, as well as the rationale behind each inter-
vention, we aim to contribute to the clinical body of
evidence and offer a reference for future cases with
similar anatomical and procedural challenges. This
approach not only reinforces the importance of individ-
ualized planning but also highlights key considerations
that differentiate this case from others reported in the
literature.

Preparation

The procedure was clearly explained to the patient,
emphasizing the need for full cooperation to success-
fully secure the airway. We reassured the patient that
communication would be maintained throughout, and
we instructed her to raise her right hand at any time if
she experienced pain, discomfort, or any other distress,
allowing the anesthesia team to pause and address her
needs as necessary. In anticipation of potential compli-
cations, we explicitly requested that the advanced air-
way cart be brought into the operating room and fully
stocked. This cart includes a comprehensive set of
airway management tools: supraglottic devices of var-
ious sizes, intubation adjuncts (such as stylets and
bougies), different sizes of ETTs, adult and pediatric
bronchoscopes, a manual jet ventilation system, and a
complete cricothyrotomy and tracheostomy kit. Having
immediate access to these resources is essential for
rapid escalation if the primary intubation strategy fails
or complications arise®.
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Figure 2. Pre-operative and intraoperative preparation for awake fiberoptic intubation. A: pre-operative airway
evaluation showing restricted mouth opening due to a posterior tongue mass. B: airway topicalization using a
specialized atomization device for local anesthetic delivery, as part of the preparation for awake fiberoptic
intubation. C: patient under monitored sedation with nasal oxygen supplementation before airway topicalization.

In parallel, we optimized pharmacologic preparation
with atropine to control secretions; we consider this
to be a crucial aspect of AFOI, as excessive saliva
can obstruct visualization and hinder bronchoscope
maneuverability®.

At present, there is limited evidence and no general
recommendations regarding the routine use of antisia-
logogues for awake intubation. However, vision during
fiberoptic bronchoscopy can be enhanced with the use
of antisialogogues, such as atropine, glycopyrrolate, or
butylhyoscine. Some reports describe the use of intra-
muscular glycopyrrolate or atropine administered
40-60 min before intubation®°.

Although glycopyrrolate is often favored in anesthe-
sia due to its longer duration of action, minimal cen-
tral nervous system effects, and more favorable
cardiovascular profile, its IV formulation is not cur-
rently available in Mexico. As a result, we adminis-
tered atropine, which is widely accessible, has a rapid
onset, and remains an effective antisialagogue in this
context. The decision was based on drug availability
and the clinical need to minimize salivary secretions
during FOI, while balancing the potential cardiovas-
cular effects.

Secretions can have a significant impact on AFOI.
We recommend optimizing salivary control as a key
component of the anesthetic strategy when using a
flexible bronchoscope.

Oxygenation

Since the patient had no prior pulmonary pathology,
we decided to use nasal cannula at a flow rate of 5 L/min.
In patients with underlying cardiopulmonary conditions,
desaturation during the procedure may necessitate
pausing and readjusting. In such cases, high-flow nasal
cannula has been shown to be effective for this patient
population. In addition, face masks with reservoir bags
can be used to support oxygenation as needed?.

Sedation

The concept of an awake intubation is unpleasant and
will frequently cause anxiety to patients. The goal of
sedation is to create a patient who will be comfortable,
cooperative, yet stable from a hemodynamic and respi-
ratory standpoint. However, adverse effects of sedation
can include hypoventilation, airway obstruction, oxygen
desaturation, and cardiovascular instability. Consequently,
selecting the right drug regimen is essential to ensure a
safe and effective approach to ATI*®.

There is no single optimal sedation technique for
AFOI; rather, sedation must be tailored to the specific
needs and conditions of each patient.

Commonly used medications include benzodiaze-
pines such as midazolam, typically administered in
anxiolytic doses (100-300 mcg/kg) are also typically
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combined with opioids like fentanyl or morphine. Early
studies showed that high doses of midazolam without
sufficient analgesia or topical anesthesia sometimes
led to respiratory compromise and desaturation. While
benzodiazepine-opioid combinations are accessible
and familiar options for AFQI, their use requires careful
dosing to prevent oversedation and associated respira-
tory risks'".

Some authors prefer dexmedetomidine, an alpha-2
agonist that provides sedation and anxiolysis without
significant respiratory depression. Dexmedetomidine is
generally infused with a loading dose of 0.5-1 mcg/kg
over 10-20 min, followed by a maintenance infusion of
0.3-1.0 mcg/kg/h. It is important to monitor for cardio-
vascular effects, such as hypotension and bradycardia,
which can occur with this administration®'2.

Fentanyl offers analgesia, cough suppression, and
inhibition of airway reflexes, normally, it can be titrated
with boluses of 25-50 mcg until the desired effect,
adjusting the doses ensuring the patient remains
awake, breathing, and cooperative throughout the
procedure.

Recently, a systematic review and network
meta-analysis on sedation techniques for ATl by
El-Boghdadly et al. was published. The study evaluates
various sedation regimens used to facilitate ATI, ana-
lyzing their effectiveness in terms of success rate, time
to intubation, and risks of oxygen desaturation and
cardiovascular complications. They compared 33 seda-
tion regimens and included 2837 patients. They con-
cluded that no single regimen proved superior success
rates, but dexmedetomidine and ketamine were asso-
ciated with reduced risks of oxygen desaturation. The
authors emphasize that optimizing oxygenation, airway
anesthesia, and procedural performance may be more
influential than sedation choice, highlighting the need
for individualized sedation strategies'®.

A study by Mondal et al. suggests that a combination
of dexmedetomidine and fentanyl provides better intu-
bation conditions, adequate sedation, stable hemody-
namics, and reduced desaturation during AFOL. In our
patient, dexmedetomidine and fentany! infusions pro-
vided excellent intubation conditions and stable hemo-
dynamics throughout the procedure'?.

Topicalization

Anesthetizing the upper airway can be achieved
through several techniques, including the applica-
tion of topical anesthetics (via sprays, solution
sprayers, or nebulization) and the use of airway

nerve blocks. Although there are numerous methods
for achieving airway anesthesia, direct comparisons
between them are limited. Nerve blocks are often
preferred for AFOI because they deliver quick and
profound anesthesia. Alternatively, nebulizing local
anesthetics offers a promising approach, providing
full airway anesthesia without the need for multiple,
potentially painful injections.

The use of nerve blocks for airway anesthesia before
awake intubation provides several advantages, includ-
ing limiting the amount of sedation required and achiev-
ing a denser sensory blockade. Commonly employed
nerve blocks include the superior laryngeal nerve block
and the transtracheal block. The superior laryngeal
nerve block, which can be performed using a land-
mark-based or ultrasound-guided approach, delivers
local anesthetic near the thyrohyoid membrane. The
transtracheal block anesthetizes the recurrent laryn-
geal nerve by delivering local anesthetic through the
cricothyroid membrane.

Studies demonstrate that nerve blocks offer quicker
time to intubation, higher-quality airway anesthesia, and
improved patient comfort. While nebulization and topi-
calization techniques depend on delivery systems and
may require more time to prepare and install®'.

Some clinicians prefer a nebulization + topicalization
technique, due to the ease of performance and lower
risk of complications compared to nerve blocks. The
maximum dose allowable for topicalization is less well
established. The British Thoracic Society recommends
8.2 mg/kg/lidocaine. Other institutions recommend a
lower limit of 4-5 mg/kg.

Intubation

In patients with limited oral aperture and distorted
airway anatomy due to tumor infiltration, the use of a
flexible fiberoptic bronchoscope becomes the most reli-
able and atraumatic method for securing the airway. In
this case, videolaryngoscopy was not feasible due to
restricted mouth opening (Mallampati IV, limited inter-
incisor distance), and the insertion of a rigid laryngo-
scope could have resulted in failed exposure or tissue
injury. A combined approach using videolaryngoscopy
and fiberoptics was also ruled out for the same ana-
tomical reasons. The Ovassapian airway was selected
as a conduit because it facilitates midline advancement
of the bronchoscope while protecting the oropharyn-
geal tissues and minimizing patient discomfort. It also
ensures that the ETT can be delivered smoothly with-
out impingement or resistance. This approach allowed
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for continuous oxygenation, optimal visualization, and
first-pass success. Ultimately, the choice of device and
intubation strategy should be tailored to the patient’s
anatomical and clinical context to optimize safety and
outcomes®1516,

Conclusion

This case highlights the critical importance of thor-
ough pre-operative airway assessment and meticulous
planning in patients with anticipated difficult airways due
to base-of-tongue tumors. The successful management
of this case underscores the need for a multidisciplinary
approach, involving early collaboration between anes-
thesiologists and the surgical team to ensure a
well-coordinated strategy.

The choice of AFOI (ATI) proved to be the safest and
most effective technique in this scenario, allowing for
controlled airway management while maintaining sponta-
neous ventilation. Adequate patient preparation, including
optimized sedation, airway topicalization, and secretion
control, played a key role in facilitating a smooth
intubation process.

Furthermore, this case reinforces the importance of
having a well-defined backup plan, including access
to supraglottic airway devices, cricothyroidotomy kits,
and surgical tracheostomy readiness in the event of
failed intubation. Post-operative airway vigilance is
equally crucial, as airway edema, hematoma forma-
tion, or delayed respiratory compromise can pose sig-
nificant risks. Patients with severe airway obstruction
may benefit from close observation, staged extubation
strategies.

Ultimately, this case underscores the importance of
a structured, patient-specific approach to complex
airway management. The integration of advanced air-
way techniques, optimized sedation strategies, and
patient communication and collaboration enhances
patient safety and improves outcomes in complex
cases of head and neck tumors.
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CLINICAL CASE

Diagnosis of acute biliary pancreatitis in the absence of
imaging findings

Diagnostico de pancreatitis biliar aguda en ausencia de
hallazgos por imagen
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Surgeon Medical Program, Universidad Auténoma de Ciudad Judrez, Ciudad Judrez, Chihuahua, Mexico

Abstract

Acute pancreatitis is defined as a sudden inflammation of the pancreas, which can range from a mild state to organ dys-
function. We present a 63-year-old male patient who was admitted with epigastric pain radiating to the back for 3 days,
associated with oral intolerance. Suspecting acute pancreatitis, studies were requested that revealed elevated lipase as well
as liver enzyme abnormalities, thus suggesting a biliary etiology; therefore, conservative treatment was initiated. In conclusion,
this case emphasizes the relevance of clinical judgment and early management, demonstrating that a favorable outcome
can be achieved even when imaging studies fail to confirm a biliary etiology.

Keywords: Acute pancreatitis. Biliary etiology. Lipase elevation. Clinical judgment. Case report.

Resumen

La pancreatitis aguda se define como una inflamacion subita del pancreas, la cual puede variar desde un estado leve hasta
disfuncion orgdnica. Presentamos el caso de un paciente masculino de 63 afios que ingresé con dolor epigastrico irradiado
hacia la espalda de 3 dias de evolucion, asociado con intolerancia oral. Ante la sospecha de pancreatitis aguda, se solici-
taron estudios que revelaron elevacion de lipasa, asi como alteraciones en las enzimas hepaticas, lo que sugiere una etio-
logia biliar; por lo tanto, se inicio tratamiento conservador. En conclusion, este caso enfatiza la relevancia del juicio clinico y
el manejo temprano, demostrando que se puede lograr un desenlace favorable incluso cuando los estudios de imagen no
logran confirmar una etiologia biliar.

Palabras clave: Pancreatitis aguda. Etiologia biliar. Elevacion de lipasa. Juicio clinico. Reporte de caso.
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Introduction

Acute pancreatitis is defined as a sudden inflamma-
tion of the pancreas, and that can compromise adjacent
structures, such as the peritoneum'. This condition rep-
resents one of the main gastrointestinal causes of hos-
pitalization worldwide; with its incidence estimated
between 13 and 45 cases/100,000 inhabitants per year,
and it increases with each year; however, the incidence
varies considerably between each geographic region.
The main causes of pancreatitis are of biliary origin,
alcohol consumption, and hypertriglyceridemia, but it
can also be due to other conditions such as hypercal-
cemia, drug-induced, abdominal trauma, infections,
and genetic mutations such as cystic fibrosis, among
others®.

The diagnosis of pancreatitis continues to be a clin-
ical challenge; however, it has been established that at
least two of the following three criteria are required:
characteristic abdominal pain, biochemical studies with
pancreatic enzymes elevated above 3 times the upper
normal limit, and imaging studies suggestive of pancre-
atitis, among which computed tomography is mainly
found. Among the three criteria, the one that presents
the most volatility is the clinical criterion, since pain can
vary from person to person; and the disease can even
present from mild self-limited forms to more severe
pictures with even multiorgan failure and death; there-
fore, its identification and proper management are
crucial®.

In this manuscript, we present the case of a male
patient with a personal history of chronic diseases, who
developed a condition compatible with acute pancreati-
tis suspected of probable biliary origin despite not iden-
tifying stones or evident abnormalities in imaging
studies; highlighting in this case the importance of a
clinical and biochemical-based diagnostic suspicion,
comprehensive approach, and the usefulness of early
conservative treatment.

Case presentation

A 63-year-old male patient is presented, who was
transferred to the emergency department from a private
facility to the Hospital General de Ciudad Juarez
(HGCJ) due to an abdominal pain syndrome consisting
of epigastric pain with radiation in a hemibelt distribu-
tion of 3 days of evolution and that did not decrease
with treatment taken by himself at home.

At the time of questioning, the patient had a his-
tory of systemic arterial hypertension diagnosed

approximately 10 years ago under control with losartan,
amlodipine, and carvedilol; dyslipidemia treated with
atorvastatin; hyperuricemia treated with allopurinol; and
intermittent asthma controlled with rescue salbutamol.
He also had a history of total bilateral hip arthroplasty
20 years ago with a good outcome, as well as place-
ment of an intraocular lens in the right eye due to cat-
aracts with adequate recovery. The patient denied
recent hospitalizations, as well as drug addictions; and
regarding significant family history, he only had arterial
hypertension and diabetes mellitus in his father and
paternal grandfather.

The condition began approximately 72 h before
admission with epigastric pain of 4/10 intensity on the
visual analog scale (VAS) that progressively increased
to 9/10 VAS, with hemibelt radiation of stabbing nature;
accompanied by nausea without vomiting, oral intoler-
ance mainly to solids, and early satiety. Due to the pain,
the patient self-medicated with omeprazole and hyos-
cine without specifying doses; however, he did not
experience significant improvement, so he decided to
seek medical attention. On arrival at the hospital, he
reported that the pain slightly improved, he had no
fever, jaundice, or abnormalities in bowel movements.

On physical examination at the time of admission,
he presented with blood pressure of 110/80 mmHg,
heart rate of 109 beats/min (bpm), respiratory rate of
21 breaths/min (bpm), oxygen saturation (SpO,) of
90% in room air, temperature of 36.5 °C, weight of
130 kilograms (kg), height of 170 cm, and a body
mass index of 44.08 kg/m2. The patient was con-
scious, oriented in all 4 spheres, dehydrated skin and
mucosa, without mucocutaneous jaundice. At the
abdominal level, pain was noted on superficial and
deep palpation in the epigastrium 8/10 VAS currently,
with hemibelt radiation, without signs of peritoneal
irritation. The rest of the physical exam showed no
evident abnormalities.

Given the abnormal laboratory studies shown in
table 1 and clinical presentation, acute pancreatitis of
probable biliary origin was suspected; however, alkaline
phosphatase was not elevated for the bilirubin level, so
an abdominal ultrasound was requested and general
surgery was consulted.

At the time of admission to the general surgery ser-
vice, the patient continued with the previously described
pain, without new added symptoms; with good bilateral
ventilation and supported by inhalotherapy through
nasal cannula at 3 L/min. On thoracic examination,
bilateral basal crackles were revealed without signs of
consolidation; the abdomen continued without signs of
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Table 1. Laboratory tests with abnormal results at the time
of hospital admission, consistent with acute pancreatitis

Parameter Patient's Reference
result range

Amylase 1100 U/L 30-110 U/L
Lipase 6458 U/L 13-60 U/L
Total bilirubin 8.0 mg/dL 0.2-1.2 mg/dL
Direct bilirubin 7.3 mg/dL 0-0.3 mg/dL
Aspartate aminotransferase 268 U/L 10-40 U/L
(AST)
Alanine aminotransferase (ALT) 314 U/L 7-56 U/L
Alkaline phosphatase 370 U/L 40-130 U/L
Glucose 145 mg/dL 70-99 mg/dL
(fasting)
Urea 69 mg/dL 15-40 mg/dL
Blood urea nitrogen 32 mg/dL 7-20 mg/dL
Creatinine 2.6 mg/dL 0.6-1.3 mg/dL
Calcium 7.8 mg/dL 8.5-10.5 mg/dL
Magnesium 1.4 mg/dL 1.7-2.2 mg/dL
Phosphorus 6.7 mg/dL 2.5-4.5 mg/dL

peritoneal irritation, preserved diuresis, and no focal
neurological signs or signs of hypoperfusion. For all the
above, the general surgery service also considered
acute pancreatitis of probable biliary origin as the diag-
nostic impression.

Given the diagnosis, absolute fasting and intrave-
nous hydration with Hartmann’s solution were indi-
cated; omeprazole, analgesic medications, hyoscine,
calcium gluconate, and magnesium sulfate were admin-
istered intravenously; and strict monitoring of vital signs
and fluid balance was continued. Hepatobiliary ultra-
sound was requested again, revealing no abnormalities
with a common bile duct of 5 mm with a wall thickness
of 2 mm.

With the current treatment, the patient showed clini-
cal improvement, with decreased abdominal pain and
improved oral tolerance; regarding follow-up laboratory
studies, a downward trend in pancreatic and hepatic
enzymes, improved renal function, and correction of
hydroelectrolytic disorders were observed. The patient
was discharged from hospital stay with dietary instruc-
tions and warning signs for the recurrence of symp-
toms, in addition to close follow-up by outpatient
consultation.

Discussion

The present work presented a clinical case of a
63-year-old male patient with a history of systemic arte-
rial hypertension and controlled dyslipidemia, as well
as grade Il obesity; who developed a condition com-
patible with acute pancreatitis (AP), being that the con-
dition was diagnosed highlighting a serum lipase of
6458 U/L, which is significantly higher than 3 times the
normal limit; accompanied by typical abdominal pain;
and therefore, the international diagnostic criteria for
AP were met.

AP is a sudden inflammation of pancreatic tissue
which, according to the 2012 revised Atlanta classifica-
tion, can vary from mild pancreatitis if there is no organ
failure or any complication; to moderately severe if
there is transient organ failure (< 48 h) or with the pres-
ence of local complications; and to severe if there is
already persistent organ failure for more than 48 h®. In
the present case, the patient developed signs of a sys-
temic inflammatory response but without evidence of
persistent organ failure, which is why it was classified
as moderately severe; and in addition to this, it was of
biliary etiology, which is the most frequent cause of
pancreatitis (40-70%), and although the exact mecha-
nism is unknown, it is estimated that a gallstone can
migrate to the common bile duct and reach the ampulla
of Vater, which is where the pancreatic duct of Wirsung
also drains; and by preventing the drainage of pancre-
atic fluids, the intraductal pressure increases, causing
a premature activation of pancreatic enzymes inside
the pancreas, and therefore, autodigestion and
inflammation®’.

The diagnosis of pancreatitis is established following
the 2012 revised Atlanta criteria, which require at least
two of the following three elements:

— Characteristic abdominal pain in the epigastrium of
sudden onset, which radiates in a belt-like pattern to
the patient’s back, of high intensity, and transient in
nature®

- Biochemical studies with an elevation of amylase
and/or lipase > 3 times the upper limit of normal®

- Imaging studies with characteristic findings®.

In our case, the patient met the clinical and biochem-
ical criteria, so there was no confirmatory need to
request an imaging study; being that the study of choice
within the first 48 h of symptom onset is abdominal
ultrasound, especially to rule out biliary etiology, since
it has low sensitivity for the visualization of pancreatic
tissue®. In the case of an unfavorable evolution to treat-
ment or when diagnostic doubts persist, a computed
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tomography scan is recommended once 72 h have
passed, mainly to assess the severity of the case and
to see the existence of local complications'®. In this
case, the suspicion of biliary etiology was supported by
the elevation of total and direct bilirubin, as well as
hepatic transaminases; however, the hepatobiliary
ultrasound did not show any stones or abnormality of
the biliary tract; being that this absence of findings does
not rule out a biliary etiology, since it has been shown
that in 20-30% of cases of acute pancreatitis of biliary
origin, no visible stones are present in initial studies,
especially in obese patients, as is the case'".

Once the diagnosis was made, absolute fasting,
intravenous hydration with Hartmann’s solution, anal-
gesia, and correction of hydroelectrolytic disorders
were indicated. Current guidelines were followed
regarding aggressive hydration, using only Hartmann’s
solution, since it is superior to saline solution in reduc-
ing systemic inflammation, preventing early complica-
tions, and avoiding hyperchloremic acidosis typically
associated with the use of saline solution'®; however,
hydration should be an individualized and closely mon-
itored process to avoid fluid overload, especially in
patients at risk of abdominal compartment syndrome;
and although in this patient, hydration was adequate,
the patient presented considerable signs of systemic
inflammatory response®.

Early enteral nutrition was achieved within the first
72 h, since the initiation of oral feeding is highly rec-
ommended once the patient tolerates food, even when
the patient continues to report pain, as it improves
clinical outcomes and reduces the likelihood of infec-
tions. Regarding pain management, non-steroidal
anti-inflammatory drugs were used, as their efficacy is
similar to that of opioids and with fewer adverse effects,
especially in mild and moderate cases'.

At present, other treatments are being studied that
are aimed at modulating pancreatic inflammation early;
such as the use of tumor necrosis factor-o. modula-
tors'®, interleukin 1B, and caspase inhibitors's; as well
as stem cell therapy strategies to reduce the progres-
sion of inflammation and necrosis'®; however, these
treatments are not yet part of the standard manage-
ment of pancreatitis and are under investigation.

In summary, the present case was managed accord-
ing to what is established in the international literature;
however, there were considerable limitations, such as
the lack of an imaging study to assess the structural
integrity of the pancreas; in addition to the absence of
the use of a prognostic index for risk stratification such
as BISAP, Ranson, or APACHE Il. Another thing to

consider was the lack of cholecystectomy during hos-
pitalization, since it is recommended that in cases of
biliary-origin AP, cholecystectomy be performed to pre-
vent recurrences; so discharge without this procedure
implies a risk for new pancreatitis events of the same
origin.

Conclusion

This case highlights the importance of a comprehen-
sive clinical evaluation in the suspicion of acute pan-
creatitis; demonstrating that even in the absence of
evidence that is typically confirmatory, other aspects
should be assessed and taken into account, such as
biochemical studies and the patient’s clinical presenta-
tion; therefore, the diagnosis of biliary pancreatitis
should always be considered even without conclusive
imaging evidence, always placing medical care first as
an individualized process with a multidisciplinary
approach.
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CLINICAL CASE

Simultaneous cardiocerebral infarction complicated by
cardiogenic shock

Infarto simultaneo cardiocerebral complicado con choque
cardiogénico
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Abstract

A simultaneous cardio-cerebral infarction (CCl) is defined as both acute ischemic stroke (AIS) and acute myocardial infarc-
tion (AMI) concurrently occurring, with an incidence of 0.009%. Early diagnosis and treatment of both conditions are essen-
tial, as they require different treatment strategies and are associated with significant mortality and morbidity. In this case, a
67-year-old man presented with AMI of the anterior left ventricular wall concurrently with AIS of 24-hour duration, complicated
by cardiogenic shock (CS). The brain imaging revealed the presence of a cerebral posterior circulation occlusion, and coro-
nary angiography identified a lesion in the left anterior descending artery. Following inotropic infusion, the patient recovered
from CS and was discharged symptom-free with antiplatelet therapy. Patients with CCI require individualized treatment, and
the interventional cardiology department and Stroke Team are vital in determining the mode and sequence of revasculariza-
tion before the therapeutic time window has passed.
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Resumen

Un infarto cardiocerebral (ICC) simultaneo se define como un evento vascular cerebral isquémico agudo (EVC) y un infarto
agudo de miocardio (IAM) que ocurren simulténeamente, con una incidencia del 0.009%. El diagndstico y tratamiento tem-
pranos de ambas patologias son esenciales, ya que requieren diferentes estrategias de tratamiento y se asocian con una
mortalidad y morbilidad significativas. En este caso, un hombre de 67 afios presentd un IAM anterior simultdneamente con
un EVC de 24 horas de duracion, complicado por choque cardiogénico (CC). La tomografia de crdneo reveld la presencia
de una oclusion de la circulacion posterior cerebral y la angiografia coronaria identificd una lesion en la arteria descendente
anterior. Tras la infusién de inotropicos, el paciente se recupero del CC y fue dado de alta asintomdtico con manejo antipla-
quetario. Los pacientes con ICC requieren un tratamiento individualizado, con el servicio de cardiologia intervencionista y el
Stroke Team siendo claves para determinar el modo y secuencia de la revascularizacion antes de que haya transcurrido la
ventana terapéutica.

Palabras clave: Infarto cardiocerebral. Evento vascular cerebral isquémico. Infarto agudo de miocardio. Choque cardiogénico.
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Introduction

Cardio-cerebral infarction (CCl) is the occurrence of
both acute ischemic stroke (AIS) and acute myocardial
infarction (AMI) at the same time (simultaneous or syn-
chronous) or consecutively (metachronous). According
to published literature, metachronous CCI occurs with
an incidence of 0.9-12.7%'. In contrast, synchronous
CCI (occurrence of AMI and AIS within 48 h) is extremely
rare, with an incidence of 0.009%'2. CCl presents a
significant challenge to clinicians, as both AIS and AMI
are medical emergencies requiring early diagnosis but
with different treatment strategies'-2. We report a case
of a 67-year-old patient presenting with AIS that
occurred concurrently with AMI.

Case report

A 67-year-old male with a history of active smoking
(on average, 10 cigarettes per day since the age of 15)
presented to our unit with a sudden onset of dyspnea
and persistent blurred vision. He reported experiencing
intense chest pain 24 h before admission and blurry
vision shortly after that; he denied hemiparesis, facial
deviation, or altered mental status.

Upon physical examination, the patient presented
with a Glasgow Coma Scale of 15/15 (E4V5M6), heart
rate of 83 beats/min, pallor, mild-dysarthria, cold limbs,
and hypotension (80/50 mmHg); pulmonary crackles
with a third and fourth heart sound were heard on
auscultation.

The electrocardiogram was relevant for persistent ST
elevation on leads V2 and V3, T-wave inversion of leads
DI, aVL, V2-V6, and Q-wave in leads DI, aVL, V1-V3,
suggestive of an evolved anterior ST-elevation myocar-
dial infarction (STEMI) (Fig. 1). The results of blood
tests revealed high levels of troponin and brain-type
natriuretic peptide (Table 1). The computed tomography
(CT) scan of the head showed an ischemic infarct in
the posterior cerebral artery territory (Fig. 2). The trans-
thoracic echocardiogram (TTE) revealed dyskinesia of
the apical septal, mid-inferoseptal, apical anterior, and
mid-anterior walls; hypokinesia in the basal inferosep-
tal, apical lateral, mid-anterolateral, and basal anterior
walls; and akinesia in the apical inferior, anteroseptal,
and apical lateral walls of the left ventricle. The patient
had a left ventricular ejection fraction (LVEF) of 36%,
no right ventricular systolic dysfunction, and no valvu-
lopathies (Fig. 3).

The Stroke Team was consulted, and the National
Institutes of Health Stroke Scale (NIHSS) score was

Table 1. Initial blood tests

Test Reference
range

Leukocytes, mm? 8,930 5,000-10,000
Platelets, mm?3 287,000  130,000-400,000
Hemoglobin, g/dL 15 14-18
Sodium, mEq/L 135 135-145
Potassium, mEq/L 4.4 3.5-5.1
Chlorine, mEg/L 100 98-107
Phosphorus, mg/dL 3.8 3.7-1.2
Calcium, mg/dL 8.7 8.6-10.3
Magnesium, mg/dL 2.1 1.8-2.7
Glucose, mg/dL 93 74-106
Creatinine, mg/dL 09 0.7-1.3
Urea, mg/dL 29 18-50
Blood urea nitrogen, mg/dL 14 7.2-25
Troponin, ng/mL 2923 <19
Triglycerides, mg/dL 93 < 150
Total cholesterol, mg/dL 107 < 200
N-terminal proBNP, pg/mL 5320 <125

BNP: brain-type natriuretic peptide.

calculated to be 3 points, considering the patient was
not a candidate for thrombolysis or thrombectomy
since the therapeutic window time was over, and pre-
ferred prioritizing the management of cardiogenic
shock (CS).

CS was treated pharmacologically with dual anti-
platelets, atorvastatin, and noradrenaline paired with
levosimendan (intravenous [IV] continuous infusion of
0.2 pg/kg/min for 24 h). A coronary angiography was
immediately performed, revealing left anterior descend-
ing artery (LAD) lesions, and stents were implanted
successfully (Fig. 4).

Within 3 days, the patient recovered completely from
CS, and the hospital stay was uneventful, with no
arrhythmias recorded. The patient was finally dis-
charged on day 7, symptom-free, with antiplatelet ther-
apy and medication for heart failure (bisoprolol 5 mg
SID, sacubitril/valsartan 50 mg BID, spironolactone
25 mg SID, and dapagliflozin 10 mg SID). Six-month
follow-up showed improved vision, whereas TTE
revealed an improved LVEF (45%).
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Figure 1. Electrocardiogram showing lateral subepicardial ischemia with a non-reperfused anterior ST-elevation
myocardial infarction: T-wave inversion in leads DI, aVL, V1-V3, and persistent ST elevation in leads V2 and V3.

Figure 2. Non-contrast computed tomography showing a posterior cerebral artery infarct.
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Figure 3. Transthoracic echocardiogram showing wall-motion abnormalities. A: apical four-chamber view: apical
septal with mid inferoseptal dyskinesia, basal inferoseptal hypokinesia, and apical lateral with mid anterolateral
hypokinesia. B: apical two-chamber view: apical inferior akinesia, apical anterior with mid anterior dyskinesia,
and basal anterior hypokinesia. C: apical three-chamber view: anteroseptal and apical lateral akinesia.

Discussion

In stroke registries, 1% of patients with transient isch-
emic attacks or AIS and 0.3% of patients with hemor-
rhagic stroke suffered from AMI during treatment.
Among patients suffering from AIS, 13.7% had elevated
cardiac troponin levels. Likewise, stroke occurred in
approximately 0.9% following an acute coronary syn-
drome (ACS), with the highest rates occurring in
patients with STEMI. The risk of AIS increases within
5 days following an AMI®.

Simultaneous CClI, a term first described by Omar et
al. in 2010, can be diagnosed by the presence of simul-
taneous acute onset of a focal neurological deficit,
indicating AlS, and chest pain or evidence of AMI, such
as changes of the electrocardiogram and the elevation
of cardiac enzymes®®.

The majority of patients with CCI are males (65.9%),
and hypertension (31.8-78%), diabetes (15.9-56%), and
smoking history (22-27.3%) are the most prevalent car-
diovascular risk factors. Sixty-six percent of the patients
arrived at the emergency department within 6 hours
after the onset of AIS. According to the NIHSS score,
75% of the patients had moderate or moderate-to-
severe strokes, and 69.6% had large vessel occlusions

by brain imaging, predominantly affecting anterior cere-
bral circulation (56%) and posterior circulation
(33.3%)"S.

AMI is most associated with ST-elevation (56-
78.6%) with occlusion of the LAD (68.8%), followed
by right coronary vessels (31.3%). The main findings
of the echocardiogram are an LVEF < 50% (38-83.3%)
and regional wall motion abnormalities (50-74.1%)"S.
In this case, the patient had a history of active smok-
ing and presented to the emergency department with
anterior-wall STEMI and mild AlS affecting the poste-
rior cerebral circulation 24 h after the onset of symp-
toms. Echocardiography showed low LVEF with
wall motion abnormalities according to the LAD
territory.

Approximately one-half of the patients exhibited neu-
rologic deficits, followed by chest pain or dyspnea
(53.2%). 19.1% of patients first developed symptoms of
AMI, followed by symptoms of AlS. In 27.7% of cases,
AMI and AIS symptoms co-occurred’. In our case, the
patient experienced chest pain and neurological symp-
toms simultaneously; the development of CS caused
dyspnea and hypotension.

Mortality rates range between 22.7% and 33%, and
CS occurs in 9.1-33% of cases. In most cases, patients
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Figure 4. Coronary angiography. A and B: involvement of the left anterior descending artery (red dotted line);

C: right coronary artery without obstructive lesions.

died from cardiac causes, including ventricular tachyar-

rhythmias, cardiac tamponade, aortic dissection, ven-

tricular septal rupture, or sudden death'®7.

According to the most widely accepted hypotheses,
simultaneous CCl is caused by three mechanisms’:
— Concomitant thrombosis of the coronary and cerebral

arteries, such as atrial fibrillation (AF), Type | aortic

dissection involving the coronary artery and common
carotid artery, or electrical injury leading to coronary
and cerebral artery spasms.

— Strokes caused by cardiac disease, such as intraven-
tricular thrombosis, patent foramen ovale (compli-
cated with right heart infarction), and CS after AMI.

— A cerebral-cardiac axis disorder or cerebral infarction
can lead to myocardial injury. The insular cortex, a
crucial component of the central autonomic nervous
system, is related to AF, cardiac sympathetic nerve
activation, myocardial injury, and interruption of the
circadian rhythm of blood pressure (BP).

An AMI, mainly if it occurs in the anterior wall or apex
of the heart, weakens left ventricular systolic function,
providing the pathophysiological basis for forming a left
ventricular mural thrombus. Underpowered left ventri-
cles are more susceptible to thrombosis, which can
embolize the coronary and cerebral arteries.
Consequently, severe hypotension can cause hemody-
namic stroke. When automatic BP regulation fails in
patients with AMI and a long history of hypertension,
sudden hemodynamic compromise may result in a
decrease in cerebral blood flow, resulting in AIS®2.

Regarding incidence, outcome, and mechanism, pos-
terior circulation stroke differs from anterior-circulation
stroke. As an example, atherothrombosis is more prev-
alent (32%) in the posterior circulation as an underlying
stroke cause than cardioembolism (18%). In contrast to

patients with large artery atherosclerosis, patients with
cardioembolism have better outcomes, better func-
tional outcomes, a lower risk of death at 90 days, and
the lowest NIHSS'. Therefore, considering the clinical
picture, brain imaging, and neurological outcomes, we
concluded that stroke was caused by the anterior
STEMI that conditioned the severe left ventricular sys-
tolic dysfunction leading to left ventricular mural throm-
bus that embolized to the posterior cerebral artery
circulation and subsequent CS associated with hemo-
dynamic compromises further reduced cerebral blood
flow, perpetuating cerebral ischemia.

Due to the rarity and complexity of the condition,
there are presently few guidelines or recommendations
for its diagnosis and treatment. Due to this, the treat-
ment of CCl is very individual and does not follow a
standard procedure”'. In addition, the lack of an orga-
nized prehospital transfer system and the heavy traffic
leading to the hospital may have contributed to delays
in most patients arriving past the time window for IV
reperfusion’. The interventional cardiology department
and Stroke Team are critically important in determining
the mode and sequence of revascularization before the
patient is outside the therapeutic time window for
intervention?.

Although fibrinolytic therapy with IV alteplase can be
used in both AIS and acute STEMI, fibrinolytic therapy’s
different dose requirements and timing after onset hin-
der its use as a definitive treatment for both
conditions?®.

According to the American Heart Association/
American Stroke Association guidelines for the early
management of AIS, for patients with concurrent AIS
and AMI, an IV alteplase dose appropriate to the cere-
bral ischemia is reasonable, followed by percutaneous
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coronary angioplasty and stenting, if necessary
(Class lla, level of evidence C)'2. For patients with AIS
of < 4.5 hours duration and with a history of subacute
(> 6 h) STEMI during the last 7 days, IV thrombolysis
should not be administered to prevent complications
(Evidence: Low, Recommendation: Weak)'®.

A higher dose and a longer infusion time of fibrino-
lytic agents for STEMI, in comparison with a standard
dose for AIS, may increase the risk of hemorrhagic
transformation in patients with simultaneous CCI3'45,

In addition to being the agent of choice for fibrinolytic
therapy in patients with AMI, there is an increased
openness to using tenecteplase in patients with AlS.
Notably, it was examined for its potential use in stroke
because it can be administered intravenously in a sin-
gle bolus rather than an hour-long infusion, which is
less time-consuming in an emergency and may con-
tribute to quicker door-to-needle times. The 0.10-
0.40 mg/kg doses were found to have a more
advantageous safety profile after several trials in AIS
patients testing doses ranging from 0.1 to 0.5 mg/kg
(maximum bolus dose of 10-50 mg)'®.

In patients with AlS < 4.5 hours duration, administra-
tion of tenecteplase (TNK) 0.25 mg/kg can be used as
a safe and effective alternative to alteplase (Evidence:
Moderate, Recommendation: Strong), although a higher
dose (0.40 mg/kg) should not be used for stroke treat-
ment (Evidence: Low, Recommendation: Strong)®.

As a result of the STREAM-1 trial, it was discovered
that patients 75 years of age or older with a < 3 hours
STEMI were at greater risk for intracranial bleeding
when fibrinolysis was administered. Consequently, the
dosage of TNK was decreased for these patients,
showing effective reperfusion and an acceptable safety
profile at 30 days and 1 year, and these findings were
subsequently incorporated into guidelines for the man-
agement of STEMI'41617,

In the EARLY-MYO trial, half-dose alteplase (8 mg
bolus followed by 42 mg in 90 min) was administered
to patients with a STEMI within 6 hours and showed
improved epicardial and myocardial perfusion and a
low rate of major bleeding events (< 0.6%)®.

Subsequently, in the STREAM-2 trial, half-dose TNK
was evaluated in patients > 60 years and weighing >
55 kg with a < 3 hours STEMI and reported effective
reperfusion with a low incidence of bleeding complica-
tions at 30 days (0.5-1.5%)'°.

In light of these findings and pending further studies,
evaluation, and inclusion in guidelines, we believe that
TNK administration at half dose (0.25 mg/kg) may be

an effective treatment option for individuals > 75-years-
old with hyperacute simultaneous CCI.

In case of suspected hyperacute simultaneous CCI
(patients arriving within 4.5 hours of the thrombolytic
therapeutic window), a CT brain, CT angiogram, CT
perfusion, and electrocardiogram should be performed
after initial evaluation to confirm the diagnosis. Following
a re-evaluation of the hemodynamic status, further
action is taken. A patient who has an unstable hemo-
dynamic status or STEMI must undergo emergency
percutaneous coronary intervention (PCI), followed by
endovascular treatment for ischemic stroke if there is
a large vessel occlusion. Those patients with stable
hemodynamics should receive an IV dose of recombi-
nant tissue plasminogen activator. In cases of large
vessel occlusion, endovascular treatment is then per-
formed. Since right-middle cerebral artery infarction
usually involves the right insular cortex, which is asso-
ciated with increased mortality, it is recommended that
these patients with hyperacute simultaneous CCI
undergo close observation and cardiac monitoring for
arrhythmias. In patients with non-ST-elevation-ACS,
PCI may be performed according to two treatment strat-
egies: ischemic-guided or early invasive therapy?®. This
case involved a patient who arrived late in the hospital
after the optimal therapeutic window, which is essential
for managing hyperacute simultaneous CCl and lead-
ing to better neurologic and cardiologic recovery. As a
result of unstable hemodynamics and STEMI, urgent
PCl and CS treatment were prioritized with excellent
results.

Conclusion

Simultaneous CCl is a rare and devastating condition
that is difficult to manage and has a high mortality and
morbidity rates. Clinical suspicion is necessary to iden-
tify patients with CCl whose outcomes can be signifi-
cantly affected by timely treatment. This condition
requires additional clinical trials to establish the optimal
management strategy.

Funding

The authors declare that they have not received
funding.

Conflicts of interest

The authors declare no conflicts of interest.

43



44

AN Mep ABC. 2025;70(SupL 1)

Ethical considerations

Protection of humans and animals. The authors
declare that no experiments involving humans or ani-
mals were conducted for this research.

Confidentiality, informed consent, and ethical
approval. The authors have followed their institution’s
confidentiality protocols, obtained informed consent
from patients, and received approval from the Ethics
Committee. The SAGER guidelines were followed
according to the nature of the study.

Declaration on the use of artificial intelligence.
The authors declare that no generative artificial intelli-
gence was used in the writing of this manuscript.

References

1. De Castillo LL, Diestro JD, Tuazon CA, Sy MC, Afnonuevo JC, San
Jose MC. Cardiocerebral infarction: a single institutional series. J Stroke
Cerebrovasc Dis. 2021;30:105831.

2. Yadav V, Gajurel RM, Poudel CM, Thapa P, Sharma M, Shrestha S.
A rare coexistence of simultaneous cardio-cerebral infarction. Case Rep
Cardiol. 2023;2023:9986712.

3. Kijpaisalratana N, Chutinet A, Suwanwela NC. Hyperacute simultaneous
cardiocerebral infarction: rescuing the brain or the heart first? Front
Neurol. 2017;8:664.

4. Omar HR, Fathy A, Rashad R, Helal E. Concomitant acute right ventri-
cular infarction and ischemic cerebrovascular stroke: possible explana-
tions. Int Arch Med. 2010;3:25.

5. Lee K, Park W, Seo KD, Kim H. Which one to do first?: a case report of
simultaneous acute ischemic stroke and myocardial infarction. J Neuro-
crit Care. 2021;14:109-12.

6. Ng TP, Wong C, Leong EL, Tan BY, Chan MY, Yeo LL, et al. Simultaneous
cardio-cerebral infarction: a meta-analysis. QJM. 2022;115:374-80.

7. Lee J, Choi WY, Park GT, Park KT, Jeong HB, Won H. Concurrent acute
ischemic stroke and myocardial infarction associated with atrial fibrilla-
tion. JACC Case Rep. 2024;29:102145.

. Wang X, Li Q, Wang Y, Zhao Y, Zhou S, Luo Z, et al. A case report of

acute simultaneous cardiocerebral infarction: possible pathophysiology.
Ann Palliat Med. 2021;10:5887-90.

. Obaid O, Smith HR, Brancheau D. Simultaneous acute anterior ST-ele-

vation myocardial infarction and acute ischemic stroke of left middle
cerebral artery: a case report. Am J Case Rep. 2019;20:776-9.

. Pirson FA, Boodt N, Brouwer J, Bruggeman AA, Hinsenveld WH, Staals J,

et al. Etiology of large vessel occlusion posterior circulation stroke: results
of the MR clean registry. Stroke. 2022;53:2468-77.

. Yeo LL, Andersson T, Yee KW, Tan BY, Paliwal P, Gopinathan A, et al.

Synchronous cardiocerebral infarction in the era of endovascular therapy:
which to treat first? J Thromb Thrombolysis. 2017;44:104-11.

. Warner JJ, Harrington RA, Sacco RL, Elkind MS. Guidelines for the early

management of patients with acute ischemic stroke: 2019 update to the
2018 guidelines for the early management of acute ischemic stroke.
Stroke. 2019;50:3331-2.

. Berge E, Whiteley W, Audebert H, De Marchis GM, Fonseca AC, Padi-

glioni C, et al. European Stroke Organisation (ESO) guidelines on intra-
venous thrombolysis for acute ischaemic stroke. Eur Stroke J.
2021;6:1-LXII.

. Byrme RA, Rossello X, Coughlan JJ, Barbato E, Berry C, Chieffo A, et al.

2023 ESC Guidelines for the management of acute coronary syndromes.
Eur Heart J. 2023;44:3720-826.

. Alamowitch S, Turc G, Palaiodimou L, Bivard A, Cameron A, De

Marchis GM, et al. European Stroke Organisation (ESO) expedited
recommendation on tenecteplase for acute ischaemic stroke. Eur Stroke
J. 2023;8:8-54.

. Armstrong PW, Gershlick AH, Goldstein P, Wilcox R, Danays T,

Lambert Y, et al. Fibrinolysis or primary PCl in ST-segment elevation
myocardial infarction. N Engl J Med. 2013;368:1379-87.

. Sinnaeve PR, Armstrong PW, Gershlick AH, Goldstein P, Wilcox R,

Lambert Y, et al. ST-segment-elevation myocardial infarction patients
randomized to a pharmaco-invasive strategy or primary percutaneous
coronary intervention: strategic reperfusion early after myocardial infarc-
tion (STREAM) 1-year mortality follow-up. Circulation. 2014;130:
1139-45.

. PuJ, Ding S, Ge H, Han Y, Guo J, Lin R, et al. Efficacy and safety of a

pharmaco-invasive strategy with half-dose alteplase versus primary
angioplasty in ST-segment-elevation myocardial infarction: EARLY-MYO
trial (early routine catheterization after alteplase fibrinolysis versus pri-
mary PCl in acute ST-segment-elevation myocardial infarction). Circula-
tion. 2017;136:1462-73.

. Van de Werf F, Risti¢ AD, Averkov OV, Arias-Mendoza A, Lambert Y,

Kerr-Saraiva JF, et al. STREAM-2: half-dose tenecteplase or primary
percutaneous coronary intervention in older patients with ST-seg-
ment-elevation myocardial infarction: a randomized, open-label trial. Cir-
culation. 2023;148:753-64.



=

Check for updates
Anales Médicos PERMANYER ’ '.) P

CASO CLINICO

Linfadenitis granulomatosa por Mycobacterium scrofulaceum
en paciente con VIH

Granulomatous lymphadenitis due to Mycobacterium
scrofulaceum in patient with HIV

Carlos E. Valderrama-Xilotl"*®, Alistair Jiménez-Triana'®, Ifigo Diaz-Moreno’® y Diego Ontandn-Zurita?

"Departamento de Medicina Interna; 2Departamento de Infectologia. Centro Médico ABC, Ciudad de México, México

Resumen

La infeccion diseminada por Mycobacterium scrofulaceum es una condicion infrecuente, que aparece principalmente en
adultos inmunocomprometidos. Se presenta el caso de una mujer de 35 afios con diagndstico reciente de infeccion por el
virus de la inmunodeficiencia humana, quien acudid con fiebre, dolor abdominal y pérdida de peso. Los estudios de imagen
evidenciaron linfadenopatias multiples y la tomografia computarizada por emision de positrones mostré hipermetabolismo
ganglionar. La biopsia reveld linfadenitis granulomatosa con bacilos dcido-alcohol resistentes y reaccion en cadena de la
polimerasa positiva para M. scrofulaceum. Se inicio tratamiento antimicrobiano dirigido, ajustando el esquema antirretroviral
por interacciones farmacoldgicas. La evolucion clinica fue favorable, con resolucidn radioldégica completa a las 8 semanas.
Este caso subraya la importancia de considerar micobacterias no tuberculosas en el diagndstico diferencial de linfadeno-
patias persistentes en pacientes con inmunocompromiso grave, y resalta el valor de los estudios moleculares para su
identificacion oportuna.

Palabras clave: Mycobacterium scrofulaceum. Micobacterias no tuberculosas. VIH. Linfadenitis.

Abstract

Disseminated Mycobacterium scrofulaceum infection is a rare condition, occurring primarily in immunocompromised adults.
We report the case of a 35-year-old woman with newly diagnosed human immunodeficiency virus infection who presented
with fever, abdominal pain, and unintentional weight loss. Imaging revealed widespread lymphadenopathy, and positron
emission tomography showed hypermetabolic activity. Lymph node biopsy demonstrated granulomatous inflammation with
acid-fast bacilli and polymerase chain reaction confirmed M. scrofulaceum. Targeted antimicrobial therapy was initiated, and
antiretroviral treatment was adjusted due to drug interactions. Clinical response was favorable, with complete radiological
resolution at 8 weeks. This case highlights the importance of considering nontuberculous mycobacteria in the differential
diagnosis of persistent lymphadenopathy in severely immunocompromised patients, and underscores the utility of molecular
methods for early identification.

Keywords: Mycobacterium scrofulaceum. Nontuberculous mycobacteria. HIV. Lymphadenitis.
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Introduccion

Las micobacterias no tuberculosas constituyen un
grupo diverso de bacilos acido-alcohol resistentes
ampliamente distribuidos en el ambiente'. A diferencia
de Mycobacterium tuberculosis, las micobacterias no
tuberculosas no se transmiten de persona a persona,
y por lo general solo causan enfermedad en individuos
con alteraciones estructurales pulmonares o con
inmunocompromiso’.

Mycobacterium scrofulaceum pertenece al grupo de
micobacterias no tuberculosas de crecimiento lento,
clasificadas como escotocromégenas (grupo Il de
Runyon), y se ha asociado histéricamente con linfade-
nitis cervical en poblacion pediatrica®. La infeccion dise-
minada por M. scrofulaceum en adultos es infrecuente®*.
Se han documentado manifestaciones pulmonares,
cutaneas, ganglionares y sistémicas, principalmente en
pacientes inmunocomprometidos’-*.

El diagndstico suele ser desafiante, ya que por la cli-
nica puede simular tuberculosis, enfermedades neopla-
sicas o infecciones por otros patdgenos oportunistas®.
Su confirmacion requiere habitualmente estudios micro-
bioldgicos especializados o técnicas moleculares®.

A continuacién, presentamos el caso de una paciente
con infeccion por el virus de la inmunodeficiencia
humana (VIH) y adenopatias generalizadas en quien
se documento linfadenitis granulomatosa secundaria a
M. scrofulaceum. La evolucién clinica favorable con
tratamiento antimicrobiano destaca la necesidad de
incluir esta enfermedad en el diagndstico diferencial en
pacientes inmunocomprometidos.

Caso clinico

Mujer de 35 afios con diagndstico de infeccién por
VIH de 1 mes de evolucidn, con un conteo inicial de
CD4 de 36 células/ul y una carga viral de 1,200,000
copias/ml. Inicié tratamiento antirretroviral con emtrici-
tabina, tenofovir alafenamida y bictegravir. Acudié al
servicio de urgencias por un cuadro de 3 semanas de
evolucion caracterizado por dolor abdominal difuso, tipo
colico, no relacionado con la ingesta de alimentos, que
se exacerbaba con el movimiento y mejoraba parcial-
mente con analgésicos. Como sintomas acompanantes
referia nausea, vémito, fiebre no cuantificada y pérdida
de peso no intencionada de 5 kg en 3 semanas.

A su ingreso, se encontraba hemodindmicamente
estable, sin datos de dificultad respiratoria ni focalizacién
neuroldgica. En la exploracion fisica se identificd una
adenopatia supraclavicular izquierda, mévil, dolorosa, de

aproximadamente 1.5 cm de diametro. EI abdomen se
encontraba distendido, con dolor generalizado a la pal-
pacién media y peristalsis disminuida.

Los estudios de laboratorio iniciales revelaron ane-
mia leve (hemoglobina 11.3 g/dl), leucocitosis (13.04
x 10%/ul) con neutrofilia (10.43 x 10%/ul), linfocitopenia
relativa (linfocitos absolutos 1.04 x 103/ul), hipoalbumi-
nemia y proteina C reactiva elevada (17.85 mg/dl). El
nuevo conteo de CD4 mostré mejoria inmunitaria, con
aumento a 126 células/ul, y la carga viral fue de
562 copias/ml.

Se realizd tomografia computarizada de térax, abdo-
men y pelvis con contraste doble, en la que se obser-
varon adenopatias mesentéricas e inguinales, asi
como conglomerados ganglionares supraclaviculares.
Posteriormente, una tomografia computarizada por
emision de positrones mostré hipermetabolismo en
multiples grupos ganglionares (supraclaviculares,
mesentéricos, paraadrticos, retrocavos e iliacos), con
un SUV maximo de 14.3, hallazgos compatibles con
proceso infeccioso o neoplasico (Fig. 1).

Ante la sospecha de enfermedad granulomatosa, se
realizé una biopsia escisional de un conglomerado gan-
glionar supraclavicular izquierdo (2 x 2 cm). El estudio
histopatoldgico mostré linfadenitis cronica granuloma-
tosa con células gigantes multinucleadas, y las tincio-
nes de Ziehl-Neelsen y de auramina fueron positivas
para bacilos &cido-alcohol resistentes (Fig. 2). El cultivo
de tejido ganglionar en medio especifico para micobac-
terias resulté positivo y el aislamiento fue identificado
como M. scrofulaceum mediante secuenciacion gené-
tica, que consistio en la amplificacion y la secuencia-
cion de regiones génicas especificas, comparadas con
bases de datos de referencia. El antibiograma reveld
sensibilidad a la claritromicina y la rifabutina, y resis-
tencia intermedia a la amikacina (Tabla 1).

Inicialmente, el tratamiento se instaurd con rifampi-
cina, isoniazida, etambutol, pirazinamida y claritromi-
cina, utilizando la formulacion combinada disponible y
de acuerdo con las guias internacionales. Dada la inte-
raccion farmacoldgica de la rifampicina y el bictegravir,
se modifico el esquema antirretroviral sustituyendo bic-
tegravir por dolutegravir en dosis doble.

La presentacion clinica fue compatible con un sin-
drome inflamatorio de reconstitucidon inmunitaria, dado
que la paciente desarrolld manifestaciones inflamato-
rias significativas durante el primer mes posterior al
inicio de la terapia antirretroviral, coincidiendo con un
descenso logaritmico de la carga viral y un incremento
sustancial en el conteo de linfocitos CD4+. Por ello, se
decidid iniciar corticosteroides sistémicos (prednisona,
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Figura 1. Tomografia computarizada por emision de
positrones que muestra adenopatias y conglomerados
ganglionares supra- e infradiafragmaticos
hipermetabolicos.
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Figura 2. Presencia de bacilos 4cido-alcohol resistentes
en la tincion de Ziehl-Neelsen.

50 mg diarios con reduccién progresiva) con el objetivo
de modular la respuesta inmunitaria excesiva, prevenir
el dafo tisular y favorecer la recuperacion clinica.

El tratamiento se mantuvo durante 12 meses, con
seguimiento clinico y laboratorial periddico. La paciente
refirid mejoria clinica importante y durante el segui-
miento se mantuvo afebril, sin recaidas ni efectos

Tabla 1. Sensibilidades y resistencias de Mycobacterium

scrofulaceum aislado

Antimicrobiano

Amikacina 32 Intermedio
Ciprofloxacino >8 Resistente
Claritromicina 4 Sensible
Clofazimina 0.25

Doxiciclina >8 Resistente
Linezolid 32 Resistente
Minociclina >8 Resistente
Moxifloxacino >4 Resistente
Rifabutina 2 Sensible
Rifampicina >4 Resistente
Estreptomicina > 32
Trimetoprima-sulfametoxazol > 4/76 Resistente

Interpretaciones basadas en las guias del Clinical & Laboratory Standards Institute
(CLSI); clofazimina y estreptomicina no disponibles en ellas.
CMI: concentracion minima inhibitoria.

adversos al tratamiento. Una tomografia computarizada
de control a las 8 semanas mostré resolucion completa
de las adenopatias mesentéricas y supraclaviculares.

Discusion

M. scrofulaceum es una micobacteria no tuberculosa
escotocromogena perteneciente al grupo Il de Runyon,
que se encuentra principalmente en el agua y el suelo,
y rara vez genera enfermedad en los humanos'. Cuando
la produce, la presentacion clinica mas comun es la
linfadenitis cervical, especialmente en nifios inmuno-
competentes®. Se trata de la presencia de ganglios
indoloros, con crecimiento lento (semanas a meses),
que pueden supurar. En pacientes inmunocomprometi-
dos se han reportado infecciones pulmonares crénicas,
lesiones cutaneas y enfermedad diseminada’*.

La infeccién diseminada por M. scrofulaceum, des-
crita por primera vez en 1971, es rara, con aproxima-
damente 15 casos reportados en adultos, en general
en pacientes con inmunosupresion por el VIH, uso de
farmacos dirigidos contra el factor de necrosis tumoral
o enfermedades hematoldgicas®®.

El diagndstico se establece mediante biopsia gan-
glionar, en la que se realizan pruebas como la tincion
de Ziehl-Neelsen, que permite identificar bacilos aci-
do-alcohol resistentes, asi como técnicas moleculares
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como la reacciéon en cadena de la polimerasa o la
secuenciacion de 16S rRNA para su identificacion
genética®. No obstante, el cultivo continda siendo el
método de referencia®.

Entre los diagndsticos diferenciales se incluyen el
linfoma, la tuberculosis, la infeccion por Mycobacterium
avium y otras enfermedades granulomatosas.

El tratamiento varia segun la forma de presentacion
clinica. En los casos de adenitis cervical, el abordaje
de eleccidn es quirurgico, mediante escision completa
del ganglio afectado, sin que sea estrictamente nece-
sario el uso de antibidticos en todos los casos?.

En las presentaciones pulmonares o diseminadas, a
diferencia de M. tuberculosis, no existe un esquema tera-
péutico estandarizado para las micobacterias no tubercu-
losas. Se han descrito combinaciones de rifampicina,
etambutol, macrdlidos, aminoglucésidos y fluoroquinolo-
nas, con esquemas prolongados de hasta 12 meses'3*.
Sin embargo, se recomienda individualizar el tratamiento
segun la sensibilidad del aislamiento®. En el caso aqui
presentado se utilizdé un esquema con rifampicina, isonia-
zida, etambutol, pirazinamida y claritromicina, basandose
en los resultados de sensibilidad. Ademas, se indico un
esteroide sistémico (prednisona) con reduccidn progre-
siva de la dosis, y se observo una respuesta clinica y
radioldgica favorable a las 8 semanas.

Respecto al manejo del tratamiento antirretroviral, es
fundamental considerar las interacciones farmacol6gi-
cas relevantes con el esquema antituberculoso, en par-
ticular entre la rifampicina y el bictegravir, ya que esta
reduce significativamente las concentraciones plasma-
ticas del inhibidor de la integrasa®. Por este motivo, se
recomienda sustituir el bictegravir por un régimen com-
patible, como dolutegravir a dosis doble, tal como se
hizo en nuestra paciente.

Este caso resalta la importancia de las micobacterias
no tuberculosas en el diagndstico diferencial de las
linfadenopatias persistentes en pacientes inmunocom-
prometidos, en especial en caso de afeccion de multi-
ples ganglios o afeccidn diseminada. El uso de estudios
histopatoldgicos, cultivos especializados y pruebas
moleculares es de gran relevancia para lograr un diag-
nostico oportuno. El manejo debe individualizarse de
acuerdo con la sensibilidad antimicrobiana y la res-
puesta clinica.

Conclusion

La infeccion por M. scrofulaceum en pacientes inmu-
nocomprometidos es poco frecuente, pero debe consi-
derarse dentro del diagndstico diferencial de las

linfadenopatias persistentes con manifestaciones sis-
témicas. El caso reportado destaca la importancia de
una evaluacion integral que incluya estudios histopato-
I6gicos y moleculares para lograr un diagnéstico etio-
I6gico. El tratamiento antimicrobiano puede lograr una
respuesta clinica favorable, siempre y cuando el
diagnostico se establezca de manera temprana y
oportuna.
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Anillos vasculares. Presentacion de un caso y revision
de literatura

Vascular rings. Case report and literature review
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Resumen

Los anillos vasculares son anormalidades congénitas del arco adrtico que generan compresion del drbol traqueobronquial
o del eséfago, generando sintomas respiratorios y gastrointestinales. Se pueden clasificar como completos, cuando compri-
men la trdquea y el esdfago, o incompletos, cuando solo afectan una de las dos estructuras. Presentamos el caso de un
lactante de 4 meses con tos disneizante persistente. Dentro del abordaje diagndstico, la angiotomografia mostré datos en
relacién a doble arco adrtico que condicionaba un anillo vascular que disminuia el calibre de la trdquea y del esdfago
aproximadamente un 50%, ademds de datos sugestivos de proceso infeccioso pulmonar bilateral. Se realizd reseccion y
sutura del anillo vascular completo (doble anillo vascular), ademas de cierre de conducto arterioso permeable, con una
excelente evolucion posterior.

Palabras clave: Anillos vasculares. Disnea. Muerte subita.

Abstract

Vascular rings are congenital abnormalities of the aortic arch, causing compressions on the tracheobronchial and the eso-
phagus, generating respiratory and gastrointestinal symptoms. They can be classified as complete, when they compress the
trachea and the esophagus, or incomplete, when the only affect one of the two structures. We present a 4-month-old infant,
with persistent cough and dyspnea. The angiotomography showed the presence of a doble aortic arch causing a vascular
ring which diminished the width 50% of the trachea and esophagus. The data obtained also suggested a bilateral pulmonary
infection. A resection and suture of the complete vascular ring was performed (doble vascular ring), and the closure of the
permeable ductus arteriosus with excellent progress.

Keywords: Vascular rings. Dyspnea. Sudden death.
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Introduccion

Un anillo vascular es una anomalia congénita en la cual
el arco aortico y sus ramas, de manera completa o incom-
pleta, rodean y comprimen la traquea o el eséfago’. Es
una malformacién rara, que comprende cerca del 1% de
las anomalias cardiovasculares. Un anillo vascular puede
ser asintomatico o causar sintomas respiratorios 0 gas-
trointestinales, dependiendo del grado de estrechez del
anillo y la consecuente compresion traqueoesofagica®.

Los sintomas mas frecuentes son rudeza respiratoria,
tos traqueal, infecciones respiratorias recurrentes, sibi-
lancias, disnea y disfagia. Los pacientes con compresion
grave sufren dificultad respiratoria que requiere intuba-
cion. La disfagia no es un sintoma habitual, hasta que
el paciente empieza la alimentacion con sélidos??. La
angiotomografia puede definir de manera exacta la ana-
tomia de la malformacién y su relacion con las estruc-
turas adyacentes. Esto desempefia un rol muy importante
para determinar el tratamiento quirdrgico y los procedi-
mientos que deberan realizarse®®.

Caso clinico

Varén de 4 meses, producto de gesta 3, embarazo
normoevolutivo, con peso al nacimiento de 3250 g.
Presenta un padecimiento de 20 dias de evolucidn,
caracterizado por rechazo a la via oral, rinorrea y tos
cianozante, emetizante y persistente, que amerita hos-
pitalizacién en otra unidad con diagndstico de bronquio-
litis por rinovirus, siendo egresado el 15 de octubre de
2018. Sin embargo, por persistencia de la tos se sospe-
cha enfermedad por reflujo gastroesofagico y se inicia
manejo con férmula a base de amino&cidos, antagonista
H2 (ranitidina) y un procinético (domperidona). Es ingre-
sado el 18 de octubre para abordaje de tos persistente.

Como parte del abordaje diagndstico, el dia 16 octu-
bre se realiza una serie esofagogastroduodenal, la cual
muestra una compresion externa del tercio superior del
esofago, probablemente por una arteria subclavia abe-
rrante, ademas de reflujo gastroesofagico secundario.

El 18 de octubre se realiza una radiografia de térax,
en la que se observa neumonitis basal derecha. El
electrocardiograma revela ritmo sinusal, con eje QRS
a 45°, frecuencia cardiaca de 150 latidos por minuto,
intervalos y segmentos normales. El ecocardiograma
reportd anatomia segmentaria normal, sin defectos
estructurales, sin insuficiencias valvulares patoldgicas,
contractilidad biventricular conservada, arco adrtico
izquierdo, emergencia habitual de los vasos supraaor-
ticos y bifurcacion del tronco braquicefélico.

En la angiotomografia se observaron datos en relacion
a doble arco aértico que condiciona un anillo vascular
que disminuye el calibre de la traquea y del eséfago,
ademas de datos sugestivos de un proceso infeccioso
pulmonar bilateral (Figs. 1 a 3). Por ultimo, el film array
respiratorio reportd la presencia de rinovirus.

El paciente fue sometido a un procedimiento quirur-
gico que consistié en reseccion y sutura de anillo vas-
cular completo (doble anillo vascular), doble arco
aortico, obstruccion traqueal y esofégica, y cierre del
conducto arterioso, que fue encontrado como hallazgo
en el procedimiento.

Discusion

La etiologia exacta de los anillos vasculares en los
nifos no se conoce por completo. Se cree que la causa
principal es una alteracion en el desarrollo embrionario
temprano, en el cual los vasos sanguineos no se for-
man de manera adecuada alrededor del eséfago y la
traquea. Esta alteracion puede estar relacionada con
factores genéticos o ambientales, pero aun se requiere
mas investigacion para comprender totalmente los
mecanismos subyacentes’.

Conocer el desarrollo embrionario normal del arco aor-
tico y de las estructuras adyacentes es importante para
entender y clasificar las diferentes formas de anillos vas-
culares (Tabla 1). El desarrollo de los anillos vasculares
inicia con la embriogénesis del arco adrtico. A medida
que se desarrollan nuevos arcos, los anteriores involucio-
nan?. El tercer arco persiste como las arterias carétida
comun y carétida interna; el cuarto arco izquierdo genera
el arco adrtico izquierdo y la arteria subclavia derecha; y
el sexto arco se convierte en las arterias pulmonares del
segmento mediastinal, mientras que sus partes distales
forman el conducto arterioso (Fig. 4). La persistencia, la
involucion o la regresion de los arcos determinan las
variaciones de un anillo vascular.

Incidencia

Las anomalias del arco adrtico constituyen aproxi-
madamente el 1-3% de las anomalias congénitas car-
diacas. Los varones tienen 1.4 a 2 veces mas riesgo
de tener un anillo vascular que las mujeres.

Manifestaciones clinicas

La presentacion clinica de los anillos vasculares varia
desde la obstruccion de la via aérea en neonatos hasta
formas asintomaticas en adultos que son diagnosticados
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Figura 1. Doble arco adrtico que condiciona un anillo
vascular que disminuye el calibre de la traquea y del
esoéfago.

Figura 2. Vision panoramica de doble arco aoértico.

de manera incidental. Los sintomas de los anillos vas-
culares pueden variar dependiendo del sitio y la gra-
vedad de la compresién. Las manifestaciones mas

Figura 3. Compresion externa por el anillo vascular con
disminucion del 50% de luz traqueal.

frecuentes son estridor, infecciones respiratorias, dificul-
tad respiratoria, sibilancias, tos, disfagia, dificultad para
la alimentacion, vémito, reflujo e incluso eventos de
muerte subita. Un arco adrtico completo presenta sinto-
mas mas tempranos que otras variedades, general-
mente en las primeras semanas de vida, mientras que
los anillos incompletos pueden cursar asintomaticos®*.

Exploracion fisica

Los hallazgos fisicos dependeréan del grado de com-
presion traqueal o esofagica. Los padres generalmente
refieren «respiracion ruidosa» que en ocasiones se
asocia a traqueobroncomalacia. Estos pacientes suelen
tener estridor o sibilancias que empeoran con la agita-
cion. En casos graves, los nifios pueden tener signos
de dificultad respiratoria, como aleteo nasal, tiraje inter-
costal, taquipnea o cianosis intermitente. Algunos lac-
tantes pueden hiperextender el cuello para minimizar la
compresioén traqueal. Durante la auscultacién, pueden
escucharse sibilancias y estertores gruesos®.

Diagnéstico

El médico debe tener un alto grado de sospecha
para diagnosticar un anillo vascular, ya que es una
causa poco comun de dificultad respiratoria en los
nifos, en comparacién con otras enfermedades.

Una radiografia de térax, con proyecciones anterior,
posterior y lateral, deberia ser el estudio inicial para
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ICA ICA

Figura 4. El tercer arco persiste como las arterias
carotida comln y carotida interna; el cuarto arco
izquierdo genera el arco adrtico izquierdo y la arteria
subclavia derecha; y el sexto arco se convierte en las
arterias pulmonares del segmento mediastinal, mientras
que sus partes distales forman el conducto arterioso.
Ao arch: arco aortico; CCA: arteria carotida comdn;
ECA: adrtica carétida externa; ICA: arteria cardtida
interna; PA: arteria pulmonar; PDA: conducto arterioso
persistente; SCA: arteria subcubclavia.

Tabla 1. Clasificacion de los anillos vasculares

Anillos vasculares completos:
Doble arco aértico
Arco derecho dominante
Arco izquierdo dominante
Arcos balanceados
Arco aortico derecho con conducto arterioso
Arteria subclavia izquierda aberrante retroesofagica
Ramas en espejo
Anillos vasculares incompletos:
Sindrome de compresion por arteria innominada
Sling de arteria pulmonar
Arco adrtico izquierdo con arteria subclavia aberrante

Adaptada de Blecker et al.’.

identificar la causa de una patologia con sintomas res-
piratorios. Posterior a la radiografia, existen diversos
métodos diagndsticos en la evaluacién de un nifio con
sospecha de anillo vascular; sin embargo, la secuencia
de estos estudios se determinara de acuerdo con la
experiencia de los médicos tratantes, el costo y la dis-
ponibilidad tecnoldgica del hospital®. Los diferentes
métodos son los siguientes:

— Angiografia por tomografia computarizada o por re-
sonancia magnética: con ellas se puede visualizar la
anatomia vascular en tercera dimensién, lo cual pro-
porciona informacion detallada para determinar el
procedimiento quirdrgico.

— Ecocardiografia: se usa de manera complemen-
taria para identificar la presencia de alguna le-
sién cardiaca; en ocasiones es posible observar
la anatomia vascular y visualizar el anillo
vascular.

— Broncoscopia: a menudo se utiliza para determinar
la etiologia de la sintomatologia respiratoria. En
nifios con anillo vascular indica el nivel de compre-
sién, pero no puede determinar la anatomia vascu-
lar ni la presencia de anomalias cardiacas. Es un
estudio invasivo que en ocasiones puede empeorar
la sintomatologia respiratoria al generar edema
traqueal.

— Esofagograma: ha sido reemplazado por la angioto-
mografia y la angiorresonancia en la evaluacion de
los nifios con sospecha de anillo vascular.

— Diagnostico prenatal: en ocasiones, el diagndstico se
realiza durante el ultrasonido estructural en el emba-
razo; sin embargo, es necesario confirmarlo con es-
tudios posteriores al nacimiento.

Diagnostico diferencial

Se incluyen alteraciones anatémicas de la via aérea
y digestiva, infecciones crdnicas y otras causas de
compresion extrinseca (tabla 2).

Tratamiento

El tratamiento de los anillos vasculares en los nifios
depende de la gravedad de los sintomas y de la ubi-
cacion del anillo. En casos leves, los sintomas pueden
ser controlados mediante cambios en la alimentacién
y la posicion del nifo durante las comidas. Sin
embargo, en casos mas graves puede ser necesaria
una intervencion quirdrgica para liberar la compresion
de las estructuras afectadas. El tratamiento definitivo
es la cirugia, que fue descrita por primera vez en 1945
por Gross. Los resultados clinicos son excelentes des-
pués de la correccidn, con resolucion total de los sin-
tomas en la mayoria de los pacientes. En caso de anillo
vascular completo, la divisién quirdrgica libera la com-
presion de la traquea y del esdfago®.

Pronéstico

El prondstico a largo plazo para los nifios con anillos
vasculares puede variar segun la gravedad de la ano-
malia y la prontitud del diagndstico y del tratamiento.
En general, la mayoria de los nifios experimentan una
mejora significativa en sus sintomas después de la
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Tabla 2. Diagndstico diferencial

Fistula traqueoesofagica, traqgueomalacia y otras
malformaciones traqueales

Anomalias laringeas, congénitas y adquiridas

Asma

Reflujo gastroesofagico

Neumonias recurrentes

Alteraciones de la motilidad esofagica

Compresion traqueal o esofagica por masas mediastinales

intervencion quirdrgica. Con un manejo adecuado,
pueden llevar una vida saludable y activa. Sin embargo,
se recomienda un seguimiento regular a largo plazo
para evaluar el crecimiento y el desarrollo pulmonar y
esofagico, asi como para abordar cualquier posible
complicacion.

Conclusion

Los anillos vasculares sintomaticos requieren una
intervencion quirdrgica temprana para prevenir compre-
siones prolongadas de la via aérea, asi como complica-
ciones. La colaboracién multidisciplinaria entre pediatras,
cirujanos pediatricos, gastroenterdlogos, radidlogos y
otros especialistas es esencial para brindar una aten-
cion integral a estos pacientes.
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Resumen

El embarazo ectdpico en una cicatriz de cesdrea previa es la implantacion embrionaria en el miometrio de una cicatriz
previa por cesdrea. Se presenta el caso clinico de una paciente de 38 afios, con reporte ultrasonogrdfico de embrion de
6.6 semanas localizado en la pared anterior de istmo uterino; cuantificacion de hCG-p en 6,402 mUI. Se optd por manejo
conservador mediante la puncion de saco gestacional transcervical guiada por ultrasonido, administrando metotrexato
1 mg/kg intrasacular y dosis unica intravenosa de 50 mg. La hormona se negativizé 6 semanas posteriores al procedimiento.
El uso de metotrexato sistémico y local combinado es una opcion segura, con una alta tasa de efectividad.

Palabras clave: Cesdrea. Embarazo ectdpico. Tratamiento conservador. Metotrexato.

Abstract

Ectopic pregnancy in a previous cesarean section scar is the embryonic implantation in the myometrium of a previous ce-
sarean section scar. The clinical case of a 38-year-old patient is presented, with an ultrasonographic report of a 6.6-week
embryo located in the anterior wall of the uterine isthmus; quantification of hCG-f in 6,402 miU. Conservative management
was chosen through ultrasound-guided transcervical gestational sac puncture, administering intrasaccular methotrexate
1 mgl/kg, and a single intravenous dose of 50 mg. The hormone became negative six weeks after the procedure. The use of
combined systemic and local methotrexate is a safe option, with a high effectiveness rate.

Keywords: Cesarean section. Ectopic pregnancy. Conservative treatment. Methotrexate.
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Introduccion

El embarazo ectdpico en una cicatriz de cesarea
previa (EECC) es la implantaciéon del embrion en el
miometrio de una cicatriz generada por un nacimiento
por cesdrea'. Esta condicidn tiene una incidencia de 1
por cada 2000 embarazos en mujeres con antecedente
de cesarea®. La tasa de cesareas ha aumentado en
las ultimas décadas y con ello la incidencia de acre-
tismo placentario. En México, la tasa de nacimientos
por cesarea en 2022 fue muy alta, del 53.1%°. La fre-
cuencia de acretismo placentario entre 1930 y 1950 era
de 1 por cada 30,000 nacimientos*, y actualmente es
de 1 por cada 262°. Este incremento en las tasas de
cesareas y de acretismo placentario, y el desarrollo de
mejoras tecnoldgicas para el diagndstico prenatal por
imagen con ultrasonido y resonancia magnética, han
llevado a un aumento de los reportes de casos de
EECC'#. El 52% de estos ocurren con el antecedente
de solo una cesarea previa. Esta condicién se asocia
a altas tasas de morbimortalidad materna, como hemo-
rragia grave, espectro de acretismo placentario y rup-
tura uterina; por ello, el tratamiento debe indicarse de
inmediato una vez que se realiza el diagndstico'.

No hay consenso sobre la modalidad de tratamiento
de estos casos y existen multiples opciones, que inclu-
yen manejo expectante, manejo médico con meto-
trexato sistémico o local, manejo quirtrgico conservador
por via histeroscdpica o laparoscopica, dilatacion y
curetaje, embolizacién de arterias uterinas o histerec-
tomia total. En ocasiones se llegan a combinar distintos
abordajes con el fin de mejorar el resultado®.

A continuacién, se reporta un caso de EECC que
tuvo un resultado exitoso recibiendo manejo conserva-
dor con metotrexato sistémico e intrasacular guiado por
ultrasonido.

Caso clinico

Paciente de 38 afos, gestas 3, cesareas 2, que acu-
dié al hospital por sangrado transvaginal, con ultraso-
nido que reportaba saco gestacional de 21 mm,
embrién de 6.6 semanas por longitud craneo-cauda,
localizado en la pared anterior del istmo uterino, sugi-
riendo insercion en cicatriz uterina (Fig. 1). La cuanti-
ficacion de la subunidad beta de la gonadotropina
coriénica humana (hCG-p) se encontraba en 6,402 mUI.
Se ofertd tratamiento médico o quirdrgico, explicando
los posibles riesgos y complicaciones, y se optdé por
manejo conservador. Una vez corroborados los valores
normales de las pruebas de funcién hepatica se realiz6

Figura 1. Embarazo en cicatriz uterina de cesarea
previa. Embrion de 6.6 semanas por longitud
craneo-cauda.

Figura 2. Ultrasonido a las 3 semanas.

el procedimiento en quiréfano, bajo anestesia regional,
en posicion de litotomia. Se coloc6 un espejo vaginal
y se realiz6 una puncion del saco gestacional transcer-
vical con aguja Echotip de Cook de 22 G y 15 cm,
guiada por ultrasonido endovaginal, administrando
metotrexato 1 mg/kg intrasacular, y luego una dosis
Unica intravenosa de 50 mg, sin complicaciones. La
paciente fue egresada a las 24 horas posterior al
procedimiento.

En la primera semana después del procedimiento la
hCG-p se encontraba en 2,807 mUl, y a las 3 semanas
en 63 mUI. Ultrasonograficamente se observé un saco
gestacional de 11 mm y ausencia de embriocardio
(Fig. 2). A las 6 semanas se obtuvo negativizacion
de la hormona, con un saco gestacional por ultra-
sonido apenas visible de 6 x 4 mm. Al tercer mes, la
paciente presenté metrorragia correspondiente al ciclo
menstrual.
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Discusién
La patogénesis del EECC involucra la implantacion

del blastocisto dentro de dehiscencias microscépicas
en el tracto de una cicatriz de cesdarea previa. Por esta
razon, el EECC y el acretismo placentario parecen
compartir una misma via fisiopatoldgica, pudiendo
existir ambas como parte del desarrollo de una enfer-
medad en comun'.

El EECC tiene dos patrones de implantacion, los cua-

les adopta la Society for Maternal-Fetal Medicine

(SMFM) en su ultima revisidon y que al parecer tienen

implicaciones pronosticas:

- Tipo 1 0 enddgeno (sobre la cicatriz): el crecimiento
se da hacia la cavidad endometrial, presentandose
posteriormente con caracteristicas clinicas y hallaz-
gos sonograficos de acretismo placentario.

- Tipo 2 o exdgeno (dentro de la cicatriz): hay una im-
plantacién mas profunda, penetrando la pared uteri-
na anterior, invadiendo la vejiga y pudiendo provocar
ruptura uterina’’8,

Un consenso de expertos en China establecid en el

ano 2016 una clasificacion con tres tipos, que ha de-

mostrado proveer una mejor orientacion para el
tratamiento:

- El tipo | es enddgeno, y el crecimiento es hacia el
espacio istmico-cervical, con un grosor miometrial
entre el saco y la vejiga > 3 mm.

- El tipo Il también es enddgeno, pero con un grosor
miometrial < 3 mm.

- Eltipo Ill es exdgeno, con crecimiento hacia la vejiga
y la cavidad abdominal.

Suxia et al.® reportaron una serie de 725 casos, de
los cuales 162 (22.4%) fueron de tipo |, 465 (64.1%) de
tipo Il'y 98 (13.5%) de tipo IlI.

El tratamiento se basa en el tipo de implantacion, la
edad gestacional, el deseo de fertilidad, la gravedad de
los sintomas y el estado hemodindmico'®. Se puede
preservar el Utero hasta en el 95% de los casos'’. La
administraciéon de 1 mg/kg de metotrexato, sistémico o
local guiado por ultrasonido, o la combinacion de
ambos, se ha utilizado cuando la paciente se encuentra
hemodinamicamente estable y con deseos de fertili-
dad'. La administracion sistémica sola ha demostrado
una tasa de fallo de hasta el 50%', posiblemente
debido a la pobre absorcion del medicamento a través
del tejido cicatricial fibroso'. Por esta razdn, se ha pro-
puesto la inyeccidn dentro del saco gestacional como
una opcién mas efectiva al poder administrar una dosis
mas alta sin los efectos adversos de la administracion
sistémica'®.

En una serie de 54 pacientes tratadas con meto-
trexato local, ninguna requirié tratamiento quirdrgico
complementario y el 76% de ellas lograron un emba-
razo posterior’>. En otra serie de 30 pacientes que
recibieron el mismo tratamiento local, cinco presenta-
ron falla al tratamiento’®. Al comparar con las pacientes
que tuvieron un tratamiento exitoso, las dos variables
que mostraron significancia estadistica fueron el tipo
de implantacién, siendo mas comun el tipo exégeno en
el grupo con falla al tratamiento (80% vs. 24%), y los
niveles de hCG-B, con una media mayor en el grupo
fallido (81,418 vs. 28,484 mUl/ml)®. En una revision de
casos realizada por Cheung'’, de 96 pacientes con
EECC el 73.9% tuvieron un resultado exitoso con meto-
trexato local, y el porcentaje aumentd al 88.5% poste-
rior a una dosis adicional local o sistémica. Un nivel de
hCG-B > 100,000 mUI fue la Unica variable que se
asocio a falla al tratamiento. La dosis de metotrexato
local utilizada en la mayoria de los casos fue de
1 mg/kg, con una dosis maxima de 50 mg'. En el
estudio de Suxia et al.? con 725 pacientes, seis pacien-
tes con tipo Ill fueron tratadas con metotrexato sisté-
mico, sin éxito. No hubo pacientes tratadas con
metotrexato local. Estos casos recibieron tratamiento
quirdrgico combinado con laparoscopia y curetaje
guiado por histeroscopia, o curetaje posterior a embo-
lizacidon de arterias uterinas, con tasas de éxito del
96.6% y el 87.9%, respectivamente®.

El cloruro de potasio local también se ha utilizado de
manera exitosa, especialmente en los casos de EECC
heterotdpicos con feto intrauterino viable, con el objetivo
de evitar el efecto teratogénico del metotrexato'®°,

Es importante tener en cuenta que los niveles de
hCG-f, el volumen del saco gestacional y la vascula-
ridad pueden aumentar transitoriamente al administrar
metotrexato, debido a la inflamacion generada por la
necrosis de las células trofoblasticas y la liberacién
de la hCG almacenada. Se debe hacer un segui-
miento seriado de la hCG-f, ya que puede tomar
varias semanas hasta su negativizacién, con una
media de 88 dias (rango: 26-177)°, lo cual concuerda
con nuestro caso, en el que la hormona negativizé a
los 42 dias.

Aunqgue la SMFM no recomienda el manejo expec-
tante', diversos estudios han evaluado los resultados
en pacientes que decidieron continuar con el embarazo
y los factores de riesgo asociados a complicaciones.
Los hallazgos que se asocian a buen prondstico son
EECC de tipo I, mayor grosor miometrial y signo de
crossover (COS) tipo 22'. En un estudio se determind
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que un grosor miometrial > 3.3 mm entre el saco ges-
tacional y la vejiga tiene una sensibilidad del 80% y
una especificidad del 81% para descartar una compli-
cacion grave??. EI COS se determina con una imagen
del utero en sagital, trazando una linea longitudinal a
través del endometrio que conecta el orificio cervical
interno con el fondo uterino. En el COS1, al menos dos
tercios del saco gestacional se encuentran por arriba
de la linea endometrial, y en el COS2, menos de dos
tercios del saco gestacional se encuentran por arriba
de la linea endometrial. La proporcion de placenta per-
creta fue mayor en COS1 que en COS2 (83% vs. 42%)%.

En una revision de 44 casos de EECC que recibieron
manejo expectante, en 32 (73%) se logré un recién
nacido vivo, con 9 (20%) de ellos que nacieron antes
de las 34 semanas. Sin embargo, el 70% requirieron
histerectomia por acretismo placentario como principal
indicacién®*. En otro estudio, los casos con implanta-
cién enddgena tuvieron una tasa de histerectomia del
17%, en comparacion con el 91% en el grupo de
implantacion exdgena. El grosor miometrial en el pri-
mer trimestre tuvo diferencias significativas entre las
pacientes que requirieron histerectomia y aquellas que
no la requirieron, con una media de 1 mm y 5 mm,
respectivamente?®.

Conclusion

El uso de metotrexato sistémico y local combinado
€s una opcidén segura y tiene una alta tasa de efectivi-
dad en el tratamiento del EECC. Es importante hacer
una adecuada evaluacion de las pacientes, conside-
rando la edad gestacional, el tipo de implantacion, los
niveles de hCG-f y el grosor miometrial, para decidir
el mejor tratamiento.
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Hipopotasemia y alcalosis metabdlica secundaria a uso
de piperacilina-tazobactam

Hypokalemia and metabolic alkalosis secondary to
piperacillin-tazobactam use

Héctor L. Macias-Villa™, Oscar M. Oliva Meza-Hernandez? y Walter A. Lépez-Cadena®

"Servicio de Nefrologia Pediatrica; 2Servicio de Terapia Intensiva Pediétrica. Centro Médico ABC Santa Fe; *Departamento de Neonatologia,
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Resumen

Se presenta el caso de una lactante de 2 meses que ingresa a urgencias con diagndstico de neumonia adquirida en la
comunidad, con hipopotasemia grave y alcalosis metabdlica asociada al uso de piperacilina-tazobactam. A las 48 horas de
haber suspendido este farmaco presenta mejoria y normalizacion de los valores de potasio. El diagndstico de hipopotasemia
grave y alcalosis metabdlica asociada a piperacilina-tazobactam se establecio tras haber excluido otras causas. La presen-
cia de hipopotasemia es un efecto adverso grave que se puede presentar en pacientes que reciben piperacilina-tazobactam,
por lo que se tiene que tener en consideracion con el uso de este antibidtico.

Palabras clave: Hipopotasemia. Alcalosis metabdlica. Piperacilina-tazobactam.

Abstract

We present the case of a 2-month-old female patient admitted to the emergency department with a diagnosis of communi-
ty-acquired pneumonia, with severe hypokalemia and metabolic alkalosis associated with the use of piperacillin-tazobactam.
48 hours after suspending the latter, he presented improvement and normalization of potassium values. The diagnosis of
severe hypokalemia and metabolic alkalosis associated with this drug was made, in this case, after having excluded other
causes. The presence of hypokalemia is a severe adverse effect that can occur in patients who are being managed with
piperacillin-tazobactam, so it must be taken into consideration with the use of this antibiotic.

Keywords: Hypokalemia. Metabolic alkalosis. Piperacillin-tazobactam.
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Antecedentes

La aparicion de hipopotasemia es un efecto adverso
grave que se puede presentar en pacientes que reci-
ben piperacilina-tazobactam (PTZ), por lo que debe
tenerse en consideracion con el uso de este antibié-
tico. El objetivo de este estudio es compartir el apren-
dizaje y la experiencia obtenida en este caso clinico,
para considerar esta alteracion electrolitica en los
pacientes tratados con PTZ.

Para la obtencién de los datos clinicos de la paciente,
evolucion, examenes de laboratorio y gabinete se accedid
al expediente médico del archivo clinico con autorizacién.

En este caso, la hipopotasemia es exclusivamente
asociada al uso de PTZ, puesto que se presentd al
momento de su administraciéon y mejoré 48 horas des-
pués de su retiro. Aunado a ello, se excluyeron otras
causas de hipopotasemia. El uso de PTZ puede producir
hipopotasemia grave y alcalosis metabdlica como efecto
adverso. Dicho evento puede presentarse incluso dentro
de las primeras 24 horas tras su administracion.

Introduccion

La PTZ se conforma por la combinacién de una urei-
dopenicilina (piperacilina) semisintética y un inhibidor
de betalactamasa (tazobactam). Debido a su amplio
espectro, se recomienda para infecciones generadas
por bacterias tanto aerobias (grampositivas y gramne-
gativas) como anaerobias’.

La hipopotasemia es una anormalidad electrolitica
comun, que afecta aproximadamente al 20% de las
personas hospitalizadas y se clasifica como leve, mode-
rada o grave segun que el nivel de potasio sérico sea
de 3.0-3.5 mmol/l, 2.5-3.0 mmol/l o menos de 2.5
mmol/l, respectivamente. La hipopotasemia leve suele
ser asintomatica, mientras que la grave se asocia con
debilidad generalizada con pardlisis, rabdomidlisis y
arritmias cardiacas potencialmente letales®. La PTZ se
ha asociado a hipopotasemia por su capacidad de
aumentar las pérdidas renales de potasio®.

Caso clinico

Paciente de sexo femenino, de 2 meses de vida, quien
cuenta con el diagnostico de fistula traqueoesofagica
corregida quirdrgicamente a los pocos dias de vida.
Inici6 su padecimiento actual 2 dias previos a su ingreso,
con presencia de fiebre de 38 °C, tos y dificultad respi-
ratoria (tiros intercostales y aleteo nasal), por lo que es
llevada al servicio de urgencias. La exploracion fisica y
la radiografia de térax son compatibles con neumonia

Tabla 1. Evolucion de los pardmetros de laboratorio

e o0 out o0 o0

Sodio sérico, 139.6 141 139.4 137.4
mEq/I (135-145)

Potasio sérico 3.2 1.9 2.7 3.8 45
(mEg/1) (3.5-5.2)

Sodio urinario, 51 161.9 18.7 80.3 m
mmol/I

Potasio 5.7 26.9 41.7 13.2 1.3
urinario, mEgq/I

Gasto urinario, 3.2 1.5 2.3 2.0 3.8
ml/kg/h

pH (7.35-7.45) 7.42 7.45 7.45 7.36 1.35
HCO,, mmol/l 26.4 28.9 28.3 26.5 26.3
(20-24)

apical derecha. Inicia manejo con PTZ a dosis de
300 mg/kg al dia cada 8 horas; sin embargo, durante
sus primeras horas de estancia presenta deterioro ven-
tilatorio que amerita manejo avanzado de la via aérea
y ventilacién mecanica. En la primera gasometria de
control muestra hipopotasemia leve (3.2 mmol/l) que
requiere solo aporte a requerimientos basales de pota-
sio. Un dia después, el control sérico de potasio muestra
descenso a 1.9 mmol/l, lo que motiva la correccién del
potasio, y el control posterior reporta 2.7 mmol/l. En la
tabla 1 se muestran los laboratorios desde su ingreso.

A pesar del manejo con correccion e incremento en los
aportes de potasio hasta 7 mEg/kg al dia, la paciente
persiste con hipopotasemia (2.3 mmol/l) y no se encuentra
una causa justificable de alcalosis metabdlica e hipopota-
semia, como el uso de diuréticos, vémito, diarrea, insulina
0 agonistas beta-2. Ante ello, se decide suspender la PTZ
al segundo dia de haberla iniciado. Los niveles de potasio
y el estado acido-base fueron hacia la mejoria en las 48
horas posteriores a la suspension del antibiotico.

Discusion

La PTZ es un antibiético con amplio espectro antimi-
crobiano, seguro y bien tolerado. No obstante, se han
descrito algunas reacciones adversas, de las cuales las
mas frecuentes son diarrea y disfuncién hepatica, mien-
tras que la eosinofilia con fiebre y las alteraciones hema-
tologicas (trombocitopenia) son las mas graves, siendo
parte de una reaccion de hipersensibilidad no inmediata
(méas de 10 dias de terapia)*. Otras reacciones adversas
incluyen reacciones de hipersensibilidad, hepatotoxici-
dad, neurotoxicidad, delirium, manifestaciones hemorra-
gicas, parestesias y raramente anemia hemolitica.
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Las dos hipdtesis que explican el mecanismo de la
hipopotasemia son:

— La piperacilina sédica se comporta como un anion
no absorbible que mejora la electronegatividad tran-
sepitelial de la nefrona distal, resultando en una ma-
yor excrecion de Naty K*.

— La alta cantidad de sodio que se administra con la
piperacilina resulta en una diuresis osmatica, ya que
1 g de piperacilina contiene 1.9 mEq de sodio®.

En nuestra paciente, el descenso de los valores de
potasio se dio rapidamente tras el inicio del antibidtico,
tal como ha sucedido en otros casos. En el estudio de
Hussain et al.? se presentd hipopotasemia dentro de las
primeras 24 horas de inicio del antibidtico a pesar de
estar recibiendo aporte intravenoso de potasio. La inci-
dencia de hipopotasemia asociada a PTZ es menor del
1% en los pacientes con neumonia, aunque otros repor-
tes la estiman hasta en un 24.8%’. Como podemos ver,
la incidencia no es menor y tampoco exclusiva de la PTZ,
pues se presenta en el 0.9% de los pacientes que reciben
otros antibiéticos (ceftriaxona, azitromicina, metronidazol
o ciprofloxacino)®. Otro aspecto a tomar en consideracion
es que la hipopotasemia per se puede producir prolon-
gacion de la repolarizacion cardiaca, como se demostrd
en un estudio en el que la hipopotasemia (2.9 mmol/l)
inducida por PTZ e imipenem desencadend una prolon-
gacion del QTc y posterior torsade de pointes®. Parece
que los efectos adversos hematoldgicos (mielosupresion)
y electroliticos inducidos por PTZ son reversibles al sus-
pender el farmaco. Aunque la toxicidad hematoldgica por
PTZ parece ser mayor en los nifios, en nuestro caso no
se documentd mielosupresion, quiza porque el minimo
tiempo para desencadenarla es de 15 dias™. En cuanto
a los tiempos de inicio de la hipopotasemia, nuestro caso
es particularmente interesante porque se presento en las
primeras 24 horas de iniciado el farmaco, antes de lo que
Kuramoto et al.” encontraron en su estudio, que fue un
tiempo medio de inicio de la hipopotasemia tras la admi-
nistracién de PTZ de 5 dias (rango: 3.3 a 6 dias), siendo
los dias 4-6 los de mayor descenso de los valores de
potasio. Su eliminacion se lleva a cabo por filtracion glo-
merular y secrecion tubular'®,

Conclusiones

Con el uso de PTZ se deben tener en cuenta los
efectos secundarios, como hipopotasemia y alcalosis
metabdlica, y considerar los aportes de sodio que se
administran con este antibidtico, ya que los pacientes
pueden tener aportes en las soluciones y con esto
aumentar la uresis osmaética. No se encontraron datos

en la literatura sobre la frecuencia de hipopotasemia
secundaria al uso de PTZ, por lo que se requieren mas
estudios para obtener dicha informacion.
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CLINICAL CASE

A case of Horner’s syndrome following ultrasound-guided
supraclavicular block in a pediatric patient

Un caso de sindrome de Horner posterior a bloqueo
supraclavicular guiado por ultrasonido en paciente pediatrico
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Abstract

Horner’s syndrome is a clinical manifestation of sympathetic nerve dysfunction (stellate ganglia). The underlying pathophy-
siology is the interruption of the sympathetic nerve fibers originating from the cervical sympathetic chain. This can occur due
to various etiologies, including surgical trauma, neoplasia, or, as in this case, inadvertent spread of local anesthetic into deep
neck compartments during regional anesthesia procedures. We present a case of a pediatric patient who developed Horner’s
syndrome following an ultrasound-guided supraclavicular block. The patient presented to the post-anesthesia care unit with
the characteristic ptosis, miosis, on the affected side. Notably, no other side effects were observed. The clinical signs of Hor-
ner’s syndrome resolved completely within 8 h. It is crucial for anesthesiologists to be aware that Horner’s syndrome is a
known potential complication of brachial plexus blocks. Patients should be informed about this possibility and reassured that
the condition is typically transient and benign.

Keywords: Horner’s syndrome. Supraclavicular block. Regional anesthesia. Pediatric anesthesia.

Resumen

El sindrome de Horner es una manifestacion clinica de disfuncion del nervio simpatico (ganglios estrellados). La fisiopato-
logia subyacente es la interrupcion de las fibras nerviosas simpaticas procedentes de la cadena simpadtica cervical. Esto
puede ocurrir debido a varias etiologias, incluyendo trauma quirdrgico, neoplasia, o, como en este caso, diseminacion inad-
vertida de anestésico local en compartimentos profundos del cuello durante procedimientos de anestesia regional. Presen-
tamos el caso de un paciente pediatrico que desarrolld el sindrome de Horner tras un bloqueo supraclavicular guiado por
ecografia. El paciente acudio a la unidad de cuidados postanestésicos con la ptosis caracteristica, miosis, en el lado afec-
tado. No se observaron otros efectos secundarios. Los signos clinicos del sindrome de Horner se resolvieron por completo
en 8 horas. Es crucial que los anestesidlogos sean conscientes de que el sindrome de Horner es una complicacion poten-
cial conocida de los bloqueos del plexo braquial. Debe informarse a los pacientes de esta posibilidad y tranquilizarlos
diciéndoles que se trata de un trastorno transitorio y benigno.

Palabras clave: Sindrome de Horner. Bloqueo supraclavicular. Anestesia regional. Anestesia pedidtrica.
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Introduction

Horner’s syndrome, also known as oculosympathetic
paresis, is a clinical condition characterized by signs
affecting the ipsilateral face and eye. First described in
1869 by Johan Friedrich Horner, it is characterized by
the presence of ptosis, miosis, and anhidrosis, although
the latter is frequently absent.

The pathophysiology of Horner’s syndrome involves
a lesion in any of the three neurons of the sympathetic
nervous system. This can occur at the central level
(hypothalamus), the spinal level (C8-T2), or the post-
ganglionic level (superior cervical ganglion). The sym-
pathetic fibers travel with the brachial plexus and
synapse in the superior cervical ganglion before inner-
vating the Miller's muscle (responsible for eyelid ele-
vation) and the iris dilator muscle.

The diagnosis of Horner's syndrome can be made
based on the clinical features or confirmed with the
cocaine test. In this test, two drops of 4% cocaine are
instilled in each eye, and the amount of anisocoria is
measured after 45 min. A positive test is indicated by
an increase in anisocoria > 1 mm'.

When Horner’s syndrome is caused by local anes-
thetics, the underlying mechanism involves the diffu-
sion of the anesthetic agent into the paravertebral
space, leading to paralysis of the ipsilateral sympathetic
cervical chain (stellate ganglion)?. Regional anesthesia
techniques commonly associated with Horner’s syn-
drome include the interscalene block and the supracla-
vicular block, with reported incidences ranging from 4
to 37.5%°%*.

This case report presents a pediatric patient who
developed Horner’s syndrome following a supraclavic-
ular block for the reduction of an elbow fracture.

Case report

A 10-year-old healthy male patient, classified as
American Society of Anesthesiologists physical status
[, was scheduled for reduction and osteosynthesis of a
right humerus fracture. The procedure was to be per-
formed under sedation and a supraclavicular ultra-
sound-guided brachial plexus block. The patient
received a continuous intravenous infusion of
Hartmann’s solution for medication administration and
was monitored with standard non-invasive monitoring
including electrocardiogram, non-invasive blood pres-
sure, and pulse oximetry (SpO,).

For the supraclavicular block, the patient was pre-
medicated with fentanyl 25 ug and midazolam 3 mg.

Figure 1. Horner's syndrome.

Figure 2. Complete recovery 8 h later.

The neck was prepped with Chloraprep® and a
10-12 MHz linear ultrasound probe (Sonosite P15000-
63 Edge Portable Ultrasound System) was placed in
the right supraclavicular area under sterile conditions.
The subclavian artery was identified, and a 50 mm
Stimuplex needle was inserted into the corner pocket.
Local anesthetic, ropivacaine 0.2%, was injected at a
volume of 7 mL (14 mg). Throughout the procedure,
which lasted 120 min, the patient’s vital signs remained
stable. Anesthesia was maintained with a propofol infu-
sion at a rate of 30-50 pg/kg/min, and supplemental
oxygen was provided through nasal cannula at a flow
rate of 3 L/min.

Following the procedure, the patient was transferred
to the post-anesthesia care unit (PACU) without any
respiratory or hemodynamic instability. On re-evaluation
in the PACU, Horner’s syndrome was observed (Fig. 1).
However, there were no other side effects, including
pulmonary, ventilatory, nor neurologic issues. The
patient and his parents were informed that Horner’s
syndrome is a known potential side effect of supracla-
vicular blocks and that the condition is typically tran-
sient. The anisocoria resolved completely within 8 h
without any residual effects (Fig. 2).

Discussion

To mitigate the risk of this complication, Flores et al.®
recommends administering no more than 5 mL of local
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anesthetic to prevent its spread into the deep neck
compartments. In addition, needle placement should
be targeted at the superior pole of the thyroid gland (C4
level). Finally, proper injection depth is crucial. In this
case, 7 mL of local anesthetic was used, which may
explain the occurrence of Horner’s syndrome.

While retting® reported a 100% correlation between
Horner's syndrome and alterations in hemidiaphrag-
matic movement, our patient did not exhibit any such
complications.

Therefore, although Horner’'s syndrome is a known
benign side effect of regional anesthesia techniques, it
can be uncomfortable for patients. It is essential to
inform and reassure patients about this condition and
its typically transient nature. Finally, it is essential to
monitor patients closely in the PACU for any signs of
neurological deficits or other complications. Early rec-
ognition and prompt intervention can help minimize
morbidity. Especially since the differential diagnosis
that comes with Horner's syndrome can be of great
clinical relevance.

Conclusion

Horner’'s syndrome is a rare but recognized compli-
cation of brachial plexus blocks, particularly when local
anesthetic spreads to the cervical sympathetic chain.
Although it is typically benign and self-limited, its
appearance may cause concern for both patients and
clinicians. Awareness of this potential effect, cautious
administration of minimal effective anesthetic volumes,
and the use of real-time ultrasound guidance are key
to reducing its incidence. Early recognition, patient
reassurance, and appropriate monitoring ensure opti-
mal outcomes and reinforce the safety of regional
anesthesia techniques in pediatric patients.
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Resumen

Se presenta el caso de una mujer de 66 afnos con disnea progresiva de 1 afo, tlceras dactilares y pérdida ponderal. En el
abordaje multidisciplinario, la tomografia computarizada mostré engrosamiento intersticial. Funcion respiratoria con patron
de restriccion pulmonar y alteracion en la difusién. Se descartd embolia pulmonar. El ecocardiograma evidencid presion
sistdlica de la arteria pulmonar de 90 mmHg y el cateterismo cardiaco derecho confirmd hipertension pulmonar precapilar
sin respuesta al reto vasodilatador, con insuficiencia cardiaca derecha e hipertension pulmonar grave del grupo I. Se esta-
blecid el diagndstico de esclerosis sistémica. Se inicid tratamiento inmunosupresor y terapia especifica para hipertension
pulmonar.

Palabras clave: Hipertension pulmonar. Esclerosis sistémica. Hipertension arterial pulmonar. Enfermedades del tejido conectivo.

Abstract

We present the case of a 66-year-old woman with progressive dyspnea for 1 year, fingertip ulcers, and weight loss. In the
multidisciplinary approach, computed tomography showed interstitial thickening. Respiratory function showed a restrictive
pulmonary pattern and diffusion impairment. Pulmonary embolism was ruled out. Echocardiogram revealed a pulmonary artery
systolic pressure of 90 mmHg, and right heart catheterization confirmed precapillary pulmonary hypertension with no respon-
se to vasodilator challenge, along with right heart failure and severe group | pulmonary hypertension. A diagnosis of systemic
sclerosis was established. Inmunosuppressive treatment and specific therapy for pulmonary hypertension were initiated.

Keywords: Pulmonary hypertension. Systemic sclerosis. Pulmonary arterial hypertension. Connective tissue diseases.
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Introduccion

La hipertensién pulmonar es una complicacion grave
y frecuente en pacientes con enfermedades del tejido
conectivo, como la esclerosis sistémica, con una pre-
valencia estimada del 5% al 15%. Se define por una
presion arterial pulmonar media (PAPm) > 20 mmHg
en reposo, siendo la hipertension arterial pulmonar una
de sus formas mas relevantes en el contexto de la
esclerosis sistémica. Esta condicion resulta de una
remodelacion progresiva de la vasculatura pulmonar,
lo que incrementa la resistencia vascular pulmonar y
ocasiona sobrecarga del ventriculo derecho.

La esclerosis sistémica es una enfermedad autoin-
munitaria, heterogénea, caracterizada por inflamacion
cronica, disfuncion endotelial y fibrosis de la piel y los
organos, con una prevalencia global aproximada de
176 casos por millén de habitantes. Entre sus compli-
caciones destaca la hipertension arterial pulmonar,
catalogada en el grupo 1 de la clasificacion de la
Organizacion Mundial de la Salud (OMS), lo que obliga
a descartar otras causas como infecciones, toxinas y
farmacos.

El diagndstico de hipertensidn pulmonar en pacientes
con esclerosis sistémica es complejo debido a la ausen-
cia de marcadores especificos, y requiere un enfoque
sistematico que incluye estudios ecocardiograficos,
pruebas de funcion pulmonar, tomografia computari-
zada (TC) de alta resolucién de térax, gammagrama de
ventilacién/perfusion y, finalmente, cateterismo cardiaco
derecho para confirmacién hemodinamica. El trata-
miento de la hipertension arterial pulmonar asociada a
esclerosis sistémica debe individualizarse segun la
estratificacion del riesgo mediante escalas como French
Pulmonary Hypertension Network (FPHN) y Registry
to Evaluate Early and Long-term Pulmonary Arterial
Hypertension Disease Management (REVEAL) 2.0, uti-
lizando combinaciones terapéuticas que incluyen ana-
logos de prostaciclina, antagonistas del receptor de la
endotelina e inhibidores de la fosfodiesterasa.

Se presenta el caso de una paciente con disnea de
medios esfuerzos en reposo de 1 afo de evolucién, que
fue diagnosticada con hipertension pulmonar asociada
a esclerosis sistémica. Se llevaron a cabo abordaje
diagnostico completo y tratamiento multidisciplinario por
parte de cardiologia, reumatologia y medicina critica.

Caso clinico

Mujer de 66 afios, sin antecedentes familiares de
importancia, con antecedente de tabaquismo positivo

Figura 1. Tomografia computarizada contrastada
pulmonar. Tras la administracion de medio de contraste
se observa el adecuado paso y la opacificacion de las
estructuras en toda su porcion principal y sus ramas. El
tronco de la arteria pulmonar estd aumentado, con un
didmetro mayor de 38 mm.

durante 40 afios a razon de 10 cigarrillos al dia en
promedio, suspendido hace 10 afios. Inicié hace 1 afio
con disnea de esfuerzo progresiva, actualmente siendo
disnea en reposo. Presento varias Ulceras digitales en
la mano derecha, asociado a fenémeno de Raynaud,
asi como sintomas digestivos como regurgitacion de
alimentos y pirosis. Refiere pérdida de peso no inten-
cional mayor de 6 kg en 1 afo. En la exploracion fisica,
con crépitos finos generalizados a la auscultacion sin
integrar sindrome pleuropulmonar, requiriendo aporte
de oxigeno suplementario por puntas nasales. Como
abordaje inicial se realizd6 TC de térax contrastada,
que fue negativa para embolia pulmonar, solo con
engrosamiento intersticial. Panel respiratorio viral
negativo. Panel de hepatitis viral negativo. Infeccién
por virus de la inmunodeficiencia humana (VIH) nega-
tivo. Esquistosoma negativo (Figs. 1y 2).

Por el patron pulmonar intersticial y el antecedente
de tabaquismo, se realizd una espirometria que se
reporté como normal, por ausencia de cualquier grado
de obstruccién o restricciéon pulmonar. Capacidad de
difusién pulmonar de monodxido de carbono (DLCO)
con defecto grave de difusion. Pletismografia con res-
triccion pulmonar leve, indicada por la disminucién en
la capacidad pulmonar total y la capacidad vital for-
zada. Se realiz6 gammagrama pulmonar de perfusion,
con resultado negativo para embolia pulmonar y hallaz-
gos de cortocircuito derecha-izquierda detectables
(Fig. 3).

Valorada por cardiologia, se realizé ecocardiograma
transesofagico con dilatacion de cavidades derechas,
con presion sistdlica de la arteria pulmonar de
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Figura 2. Tomografia computarizada simple pulmonar.
Parénquima pulmonar sin zonas de infiltrado,
engrosamiento intersticial difuso bilateral de predominio
peribroncovascular, y dilataciones bronquiales
cilindricas difusas y de predominio basal.

Figura 3. Gammagrama de perfusion pulmonar. Estudio
negativo para la identificacion de embolia pulmonary
hallazgos de cortocircuito derecha-izquierda
detectables.

90 mmHg, y se identificé paso de cantidad de burbujas
a través de las venas pulmonares, cortocircuito dere-
cha a izquierda (extracardiaco) y paso de burbujas a
través de un foramen oval permeable; el tinel es de
12 mm de longitud y con apertura hacia el atrio
izquierdo de 6 mm. Por los hallazgos previos, se realiz6
cateterismo derecho que no mostro lesiones significa-
tivas, con hipertension arterial pulmonar grave preca-
pilar y presién media de la arteria pulmonar de
48 mmHg, presion capilar pulmonar de 10 mmHg y
resistencia vascular pulmonar de 6.8 unidades Wood.

Se realizé test de vasorreactividad pulmonar con éxido
nitrico (40 ppm), que resultdé negativo. Se concluyd
insuficiencia cardiaca derecha e hipertension pulmonar
grave del grupo .

Valorada por reumatologia por patrdn intersticial pul-
monar, hipertension pulmonar del grupo |, Ulceras dac-
tilares y fendmeno de Raynaud, se solicitd panel
reumatoldgico que resulté péptido citrulinado negativo,
factor reumatoide negativo, anticuerpos anticitoplasma
del neutrdfilo perinuclear anti-neutrophil cytoplasmic
antibodies (P-ANCA) y cytoplasmic anti-neutrophil
cytoplasmic antibodies (C-ANCA) negativos, anticuer-
pos antinucleares positivos en sustrato Hep 2 (Human
epithelial type 2 cells) positivo 1:640 con patron cito-
plasmatico, y anticuerpos antimitocondriales positivos.
Considerando los criterios ACR-EULAR (American
College of Rheumatology-European League Against
Rheumatism) 2013, se concluye esclerosis sistémica.
Se inicié tratamiento inmunosupresor con micofenolato
de mofetilo, asi como tratamiento con diurético y anti-
coagulacién con enoxaparina.

En la estratificacion del riesgo y prondstico con
REVEAL 2.0 fue estratificada como alto riesgo, por lo
que se inicid triple terapia por via oral con tadalafilo
40 mg cada 24 horas, macitentan 10 mg cada 24 horas
y selexipag 200 mg cada 12 horas, para la hipertension
pulmonar, disminuir la mortalidad y mejorar su calidad
de vida. Prondstico: sobrevida menor del 70% a 1 afio.

Discusion

La hipertension pulmonar se define por una PAPm >
20 mmHg en reposo. Es una complicacion grave y
frecuente en pacientes con enfermedades del tejido
conectivo, como la esclerosis sistémica. Su prevalen-
cia es del 5-15%. En la esclerosis sistémica se produce
como consecuencia de una remodelacion progresiva
de la vasculatura pulmonar, dando como resultado un
aumento progresivo de la resistencia vascular pulmo-
nar, la presion arterial pulmonar y la sobrecarga de
presion del ventriculo derecho.

La esclerosis sistémica es una enfermedad autoin-
munitaria, heterogénea, que se caracteriza por inflama-
cion croénica, disfuncion endotelial y fibrosis de la piel
y los 6rganos. La prevalencia de la esclerosis sistémica
en todo el mundo es de aproximadamente 176 casos
por cada millén de habitantes. Tiene amplio espectro
de manifestaciones clinicas, desde fatiga y fendmeno
de Reynaud hasta complicaciones como hipertension
arterial pulmonar y fibrosis pulmonar?.
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Para el diagndstico de hipertension pulmonar no
existe un marcador especifico; el diagndstico se basa
en excluir enfermedad cardiaca izquierda, enfermedad
pulmonar, embolia pulmonar y alguna otra enfermedad
asociada.

El abordaje de la hipertensién pulmonar se inicia con
un ecocardiograma transtoracico en el que se eviden-
cian signos de hipertension pulmonar, como una pre-
sion sistdlica de la arteria pulmonar > 25 mm y una
velocidad de regurgitacion tricispide > 2.9 m/s. Con
este estudio descartamos enfermedad del corazén
izquierdo.

El segundo paso es la realizacion de pruebas de
funcion pulmonar, con espirometria, pletismografia y
DLCO para descartar enfermedad pulmonar obstruc-
tiva o restrictiva.

Posteriormente se realiza TC de alta resolucién de
torax con la finalidad de valorar el parénquima pulmonar.

Para descartar embolia pulmonar se usa el gam-
magrama de ventilacién/perfusion o la angiografia
pulmonar.

El ultimo procedimiento a realizar es el cateterismo
derecho para confirmar la hipertension arterial pulmo-
nar, evaluar la gravedad hemodindmica y realizar la
prueba de vasorreactividad.

Se denomina hipertension arterial pulmonar a la alte-
racion pulmonar derivada de la esclerosis sistémica
perteneciente al grupo 1 de la clasificacion de la OMS.
Dentro de este grupo es necesario descartar otras
enfermedades, como esquistosomiasis e infeccidn por
VIH, tdxicos y farmacos®.

El tratamiento general de la hipertension pulmonar
consiste en medidas de soporte, como oxigeno y diu-
rético, y tratamiento de las complicaciones (insuficien-
cia cardiaca, arritmias). El manejo dirigido de
hipertension arterial pulmonar incluye andlogos de
prostaciclina, antagonistas del receptor de endotelina
e inhibidores de la fosfodiesterasa.

Después de la confirmacién del diagndstico de hiper-
tension arterial pulmonar asociada a esclerosis sisté-
mica, el 6.° Simposio Mundial sobre Hipertension
Pulmonar recomienda iniciar una terapia dirigida segun
la estratificacién del riesgo. Los dos métodos mas uti-
lizados para evaluar el riesgo son FPHN y REVEAL
2.0. La evaluacion del riesgo FPHN combina parame-
tros clinicos y hemodinamicos, mientras que la escala
de riesgo REVEAL 2.0 comprende un mayor numero
de variables que proporcionan una mejor discrimina-
cion del riesgo que el FPHN.

Los pacientes con riesgo bajo a intermedio comien-
zan con una terapia combinada, con algunas

excepciones en las que la monoterapia es una alterna-
tiva adecuada. Los pacientes de alto riesgo deben ser
tratados con una terapia combinada que incluya un
analogo de prostaciclina parenteral®.

El tratamiento de la esclerosis sistémica se basa en
agentes inmunosupresores y su eleccidon dependera de
la gravedad y del érgano afectado.

En la estratificacion del riesgo y prondstico con
REVEAL 2.0 nuestra paciente fue clasificada de alto
riesgo, por lo que se inici6 triple terapia para la hiper-
tension pulmonar con el fin de disminuir la mortalidad
y mejorar su calidad de vida. Prondstico: sobrevida
menor al 70% a 1 ano por encontrarse en alto riesgo.

Al ser estratificada la paciente como de alto riesgo
segun REVEAL 2.0 se justifica una intervencion agre-
siva con triple terapia. Se resalta la importancia de la
colaboracion entre reumatologia, cardiologia y neumo-
logia para abordar la comorbilidad. Los estudios reali-
zados han demostrado que la terapia combinada
mejora significativamente la capacidad funcional y
reduce la mortalidad en los pacientes con hipertension
pulmonar del grupo I.

La hipertension arterial pulmonar es un factor de
riesgo independiente de mortalidad en los pacientes
con esclerosis sistémica. Un metaandlisis de 11 estu-
dios arroj6 una tasa de supervivencia baja en pacien-
tes con hipertension pulmonar asociada a enfermedad
del tejido conectivo (la mayoria de ellos con esclerosis
sistémica), en comparacion con otros pacientes con
hipertensién arterial pulmonar (tasa de supervivencia
del 62% vs. 72% a los 3 afios)®.

Actualmente la paciente lleva 1 afio de diagnostico
con tratamiento médico multidisciplinario establecido,
con uso de oxigeno suplementario y mejoria de la sin-
tomatologia inicial. La paciente mostré adherencia y
tolerancia completa al tratamiento durante los primeros
6 meses, sin efectos adversos, confirmado por interro-
gatorio en consulta. Refirid mejoria significativa de la
disnea, pasando de clase funcional IV de la (New York
Heart Association) NYHA a clase Il, y reporté mayor
capacidad para realizar actividades cotidianas, como
caminar varias cuadras sin pausas, con mejoria de la
calidad de vida. Se ha mantenido con el mismo manejo
y tratamiento, con citas en la consulta externa.

Dentro de las fortalezas del caso presentado, que le
dan un aporte académico y clinico, se encuentra el
abordaje diagndstico y terapéutico completo multidis-
ciplinario, con la participacién de medicina critica,
medicina interna, cardiologia y reumatologia de manera
oportuna, lo que permitié una toma de desiciones ade-
cuada para el diagndstico y el tratamiento inicial. La
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confirmacion diagndstica se realizd a través de los
estudios como ecocardiograma, pruebas de funcion
pulmonar, gammagrafia pulmonar, cateterismo car-
diaco con prueba de vasorreactividad y marcadores
inmunoldgicos. La hipertensién arterial pulmonar se
estratificé con sistemas de clasificacion propuestos en
la literatura, como REVEAL 2.0, el cual permitié una
intervencion terapéutica temprana acorde a las reco-
mendaciones internacionales. Se inicié tratamiento
inmunosupresor siguiendo las recomendaciones esta-
blecidas por las guias clinicas internacionales.

El reporte también cuenta con algunas limitaciones:
solo se centra en la fase inicial de diagndstico, no se
realizaron estudios adicionales como capacidad de
difusién pulmonar o marcadores que pudieran aportar
datos objetivos de respuesta al tratamiento, y los
resultados no son generalizables a la poblacién gene-
ral, ya que la hipertension arterial pulmonar asociada
a esclerosis sistémica es poco frecuente. Sin embargo,
el caso ofrece informacidn valiosa en cuanto al abor-
daje diagnostico, la estratificacion y el tratamiento, que
puede servir como referencia para la practica clinica
y la investigacion futura en casos clinicos similares.

Conclusiones

La hipertension arterial pulmonar en el contexto de
esclerosis sistémica requiere un abordaje diagndstico
exhaustivo y un manejo temprano integral basado en
la evidencia. La terapia triple combinada representa un
estandar para los pacientes de alto riesgo, destacando
la relevancia de los equipos multidisciplinarios en el
manejo de esta condicion compleja.

En este caso, el retraso del diagndstico a 1 afio de
iniciados los sintomas de deterioro en la clase funcio-
nal, con aumento de la disnea, se debié a la interpre-
tacion inicial inespecifica de los sintomas, que
probablemente se relacionaron con tabaquismo previo,
y también a la falta de recursos (cateterismo cardiaco,
pruebas de funcion respiratorias) en su abordaje inicial,
los cuales fueron cruciales para determinar el diagnds-
tico y el tratamiento oportuno.

El seguimiento multidisciplinario permitira evaluar la
respuesta al tratamiento y ajustar la estrategia terapéu-
tica. La necesidad de terapias personalizadas basadas

en biomarcadores y la implementacion de modelos
predictivos son areas de investigacion prometedoras
para el futuro.
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Sindrome de Bouveret como causa poco frecuente de ileo biliar

Bouveret’s syndrome as a rare cause of biliary ileus

Erick D. Reay-Mandujano™®, Alberto Rivera-Neri?, Marisela E. Trejo-Rubio®®, Juan A. Tevera-Sanchez?
y Laura Asencio-Lopez®
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Resumen

El sindrome de Bouveret es una afeccion poco comun que puede causar obstruccion intestinal, especificamente obstruccion
duodenal producida por el paso de un cdlculo a través de una fistula. Sus opciones de tratamiento pueden ser quirdrgicas
o0 endoscdpicas. El diagndstico precoz y el tratamiento oportuno son esenciales para mejorar los resultados. Presentamos
el caso de un vardon de 72 afios con sindrome de Bouveret, el cual de forma inicial se traté por medio de endoscopia, sin
éxito, siendo necesario el tratamiento quirdrgico, con resolucion favorable y una adecuada evolucion. Ademads, realizamos
una revision de la literatura reciente.

Palabras clave: Sindrome de Bouveret. Oclusion intestinal. Tratamiento quirdrgico. Endoscopia. Reporte de caso.

Abstract

Bouveret's syndrome is a rare condition that can cause intestinal obstruction, specifically duodenal obstruction caused by
the passage of a stone through a fistula. Treatment options can be surgical and endoscopic. Early diagnosis and timely
treatment are essential to improve outcomes. We present the case of a 72-year-old man with Bouveret's syndrome, which
was initially treated by endoscopy, without success, and surgical treatment was necessary, with favorable resolution and an
adequate evolution. In addition, we conducted a review of recent literature.

Keywords: Bouveret’s syndrome. Intestinal occlusion. Surgical treatment. Endoscopy. Case report.
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Introduccion

El sindrome de Bouveret es una forma poco comun
de ileo biliar ocasionado por una fistula biliodigestiva,
siendo la mas frecuente la fistula colecistoduodenal
(60% de los casos)"2. Esta condicidn provoca obstruc-
cion del tracto de salida gastrica por un lito ectdpico.
Afecta principalmente a mujeres de edad avanzada y
representa entre el 0.5% y el 3% de los casos de ileo
biliar>3, aunque algunos reportes lo elevan hasta el
6%?*. La prevalencia del ileo biliar en los pacientes con
colelitiasis es de aproximadamente el 0.5%. La edad
media de presentacion es de 74 afios, con una propor-
cién mujer: hombre de 1.8:156,

El diagndstico representa un reto debido a la ines-
pecificidad de los sintomas, que incluyen nauseas,
vomitos y dolor abdominal. Los estudios de imagen y
la endoscopia permiten identificar hallazgos clave
como aerobilia y litiasis ectopica. La tomografia com-
putarizada es esencial para documentar la triada radio-
l6gica de Rigler (distension gastrica, litiasis ectdpica y
aerobilia), presente en el 30% de los casos?.

El reporte de caso que se presenta fue elaborado
conforme a las guias CARE de la iniciativa EQUATOR.

Caso clinico

Vardn de 72 afios, sin antecedentes relevantes para
el padecimiento actual, con historia de cdlico vesicular
de 8 meses, manejado de forma conservadora. Se
encontraba en protocolo para colecistectomia lapa-
roscopica, con ultrasonido que mostraba vesicula
biliar de 28 x 22 x 28 mm, pared de 2.1 mm vy lito
Unico de 22 mm, sin dilatacién de la via biliar intra- ni
extrahepatica.

Doce horas antes de su ingreso presentd nauseas
progresivas con vomito de contenido gastrobiliar, dolor
abdominal colico generalizado (intensidad 8/10), sin
signos de irritacion peritoneal. Al ingreso se encon-
traba hemodinamicamente estable, afebril, con las
mucosas ligeramente ictéricas.

Se solicitaron radiografia de abdomen simple (Fig. 1)
y tomografia contrastada abdominopélvica (Figs. 2y 3),
que evidencid plastron en el lecho vesicular con realce
al contraste, extendiéndose hacia la regién inferior
hepatica, con una zona hiperdensa (853 UH). El resto
del parénquima hepatico mostré atenuaciones de
25-45 UH. No se identificd interfase entre el antro gas-
trico y la vesicula, ni con el duodeno. Se observaron
datos de neumobilia sin dilatacién de la via biliar y
actividad ganglionar mesentérica.

E.D. Reay-Mandujano et al. Sindrome de Bouveret

Figura 1. Radiografia simple de abdomen en la que se
observa una imagen compatible con un lito localizado
en el duodeno.

Figura 2. Tomografia computarizada con contraste que
muestra gastromegalia (flechas blancas) y neumobilia
(flechas negras).

Se realizé endoscopia (Fig. 4) y se encontré engro-
samiento de la pared gastrica, fistula colecistoduode-
nal con lito impactado y absceso drenando hacia el
duodeno y la regidn prepildrica. Se identificd una lesién
elevada umbilicada prepildrica, sospechosa de tumor
del estroma gastrointestinal o de reaccién inflamatoria.
Se intentd la extraccion del lito, sin éxito.
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Figura 3. Tomografia computarizada, corte coronal, que
muestra el lito localizado en el duodeno (flecha negra) y la
ausencia de interfase vesicula-estdmago (flechas amarillas).

Tabla 1. Valores de laboratorios relevantes en el
abordaje inicial

Leucocitos 12,270/mm3
Creatinina 1.6 mg/d|
Sodio 138 mEq/I
Potasio 3.8 mEq/I
Deshidrogenasa lactica 162 U/I
Bilirrubina total 2 mg/dl
Bilirrubina directa 0.8 mg/dI
Bilirrubina indirecta 1.1 mg/dl
indice internacional normalizado 1.08

Los estudios de laboratorio mostraron leucocitosis
leve y creatinina sérica elevada, sin alteraciones
hidroelectroliticas significativas (Tabla 1).

Se indic6 laparotomia exploradora, en la que se
encontraron distension gastrica (50 x 50 cm) y un
lito impactado (10 x 6 x 5 cm) en la primera porcion
duodenal y el antro pildrico. Se realizaron gastrosto-
mia, extraccion del lito y gastrorrafia. La evolucion
posquirurgica fue favorable, tolerando la nutricién
enteral.

o o Sl 4

Figura 4. A: cuerpo géstrico hiperémico y dilatado con
escasos restos alimentarios parcialmente aspirantes.

B: bulbo duodenal con lumen y mucosa eritematosa con
erosion hemorrégica. C: en rodilla duodenal lito biliar
que ocupa mas del 90% del lumen duodenal; se logra
franquear ingresando a la segunda porcioén duodenal.
D: se observan la mucosa y el lumen intestinal, sin
alteraciones.

Figura 5. Serie esofagogastroduodenal con trago de
bario en la que se identifican una fistula
coledocoduodenal (flecha) sin litiasis residual, el fondo
del estomago lleno (A) y los pliegues gastricos (B).

La serie esofagogastroduodenal (Fig. 5) mostré ade-
cuado transito y presencia de fistula colecistoduodenal,
sin litiasis residual. El paciente fue dado de alta 1
semana después, con evolucién clinica satisfactoria.



Discusion

El sindrome de Bouveret es una forma rara de obstruc-
cion gastrica distal, secundaria al paso de un lito a través
de una fistula colecistoduodenal’. Fue descrito inicial-
mente por Bonnet en 1841 y diagnosticado preoperato-
riamente por primera vez por Leon Bouveret en 1896°.

Debido a su baja incidencia, el diagnostico suele ser
tardio, lo que aumenta la morbilidad y la mortalidad,
especialmente en pacientes con desequilibrio hidroelec-
trolitico®. En general afecta a mujeres de edad avanzada,
con célculos mayores de 2.5 cm, y se presenta con ndu-
seas, vomito y epigastralgia en el 70% de los casos®'.

La triada de Rigler (neumobilia, litiasis ectopica y
estdmago dilatado) es diagndstica, pero se presenta
solo en el 30% de los casos'. Por ello, la tomo-
grafia computarizada es fundamental (sensibilidad
del 93% vy especificidad del 100%), junto con la
esofagogastroduodenoscopia'™.

El tratamiento puede ser endoscopico o quirdrgico.
Aunque el enfoque endoscopico tiene una tasa de éxito
inicial baja (10%), la litotricia electrohidraulica ha demos-
trado eficacia. Sin embargo, su riesgo de perforacion y
sangrado limita su uso como primera linea'. Cuando
falla, se indica cirugia, siendo la técnica de Heineke-
Mikulicz (piloroduodenotomia, extraccién del lito y cierre
transversal) la mas comun®'C. Alternativamente, puede
realizarse enterolitotomia mas colecistectomia y cierre
de fistula, aunque este abordaje incrementa el riesgo
quirrgico en pacientes afiosos o con comorbilidad!®,

La baja sospecha clinica entre los médicos de primer
contacto retrasa el diagnéstico, incrementando las
complicaciones'> 6.

Conclusion

El sindrome de Bouveret es una causa infrecuente,
pero grave, de obstruccion intestinal. El antecedente
clinico mas comun es la colelitiasis. Dado lo inespeci-
fico de los sintomas, el diagndstico requiere un alto
indice de sospecha, apoyado en estudios como radio-
grafia y tomografia computarizada contrastada, y en
los hallazgos de la endoscopia. Aunque el tratamiento
puede ser endoscdpico, la mayoria de los pacientes
requieren manejo quirurgico. Se debe considerar este
diagndstico en adultos mayores con obstruccion intes-
tinal y antecedentes de litiasis vesicular.
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