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Hemangioma orofaringeo recidivante
en un paciente adulto

Recurrent oropharyngeal hemangioma in an
adult patient.

Samantha Valdés-Pineda,! Jaqueline Ramirez-Anguiano,! Francisco Soroa-Ruiz,*
Maria Fernanda Ochoa-Chavez?

Resumen

ANTECEDENTES: Los hemangiomas en la via aérea superior son un padecimiento
comun en nifos, mientras que en los adultos son muy infrecuentes.

CASO CLINICO: Paciente masculino de 42 afios, con antecedente de enfermedad de
Castleman multicéntrica idiopatica, variedad hialino-vascular, VHH-8 y VIH negativos.
Inici6é en 2016 con faringodinia, disfagia a sélidos y sensacion de cuerpo extrafio en
la hipofaringe. A la exploracién se encontré una tumoracion violacea en la vallécula
derecha. Se realizé biopsia por escision con reporte histopatolégico de tumor vascular
benigno. Tres dias después se observé por laringoscopia nuevo crecimiento. Se realizé
una segunda reseccién con reporte de hemangioma capilar ulcerado. Dos meses des-
pués tuvo sensacion de cuerpo extrafio en la hipofaringe y a la valoracién se encontré
un tumor en la vallécula derecha color violdceo con base ancha, de gran tamafio, se
volvié a resecar, pero esta vez requirié traqueotomia por dificultad de via aérea, ante
nuevo crecimiento del hemangioma un mes después del procedimiento, se decidié
realizar esclerosis tumoral en cuatro ocasiones, sin éxito, por su caracter recidivante
se traté con radioterapia coadyuvante. En la actualidad el paciente estd sin recidiva a
12 meses de concluida la radioterapia.

CONCLUSIONES: Es infrecuente encontrar hemangiomas en la via aérea en el adulto,
hay poco descrito al respecto en la bibliografia, por lo que hay varias opciones de
tratamiento, la dltima ante recidivas es la radioterapia.

PALABRAS CLAVE: Hemangioma; vias aéreas; radioterapia; hemangioma capilar;
neoplasias vasculares.

Abstract

BACKGROUND: Hemangiomas at upper airway are a common disease in children,
while in adults they are very infrequent.

CLINICAL CASE: A 42-year-old HIV-negative man with HHV-8 negative/idiopathic
multicentric Castleman disease. His main complaint began in 2016 with odynophagia,
dysphagia and globus sensation in the hypopharynx. Physical examination revealed a
violet tumor located at the right vallecula. Excisional biopsy reported a benign vascular
tumor. Three days after the procedure, a new growth was observed by laryngoscopy.
A second resection was performed and revealed an ulcerated capillary hemangioma.
Two months later, the patient again referred globus sensation in the hypopharynx and
another bigger violet tumor was found at the right vallecula. Resection was performed
but due to airway complications, a tracheotomy was required. A month after this last
procedure, the tumor reappeared again and was performed four episodes of sclerosis
without improvement, by the tumor’s relapsing nature, radiotherapy was the chosen
treatment option. Twelve months after finishing the last radiotherapy session, the patient
has not relapsed.

CONCLUSIONS: Hemangiomas in the adult airway are an infrequent find, this topic is
rarely mentioned in publications and radiotherapy is usually considered the last option
for treating recurrences.

KEYWORDS: Hemangioma; Upper way; Radiotherapy; Capillary hemangiona; Vascular
neoplasms.
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ANTECEDENTES

Los hemangiomas en la via aérea superior son
un padecimiento comun en nifios, mientras que
en los adultos son muy infrecuentes, la mayor
parte se manifiesta en hombres y son de locali-
zacion supraglética.™ En los pacientes adultos
el sintoma mds esperado es la disfonfa, aunque
pueden manifestarse con disfagia y estridor, la
dificultad respiratoria es poco frecuente como
manifestacion inicial.* Los sintomas pueden
estar presentes afios previos al diagnéstico. El
abordaje generalmente inicia con una laringos-
copia indirecta en la que se observan lesiones
de caracteristicas vasculares; sin embargo, el
diagnéstico debe apoyarse con estudios de
imagen, como la tomografia computada o la
resonancia magnética contrastadas, asi como
una ecotomografia Doppler. El tratamiento de
los hemangiomas en la via aérea superior suele
ser quirdrgico, ya sea por reseccion directa o
mediante fotocoagulacién con laser Nd-YAG
o de CO,.* Otras opciones de tratamiento son
la esclerosis del tumor vascular o dosis altas de
prednisona hasta 4 mg/kg de peso a dosis reduc-
cién segln respuesta de la lesién. Esta descrita
la radioterapia fraccionada como tratamiento
de este tipo de tumores que tienen un cardcter
recidivante y tienen recurrencias.’

CASO CLiNICO

Paciente masculino de 42 afios de edad, con
antecedente de enfermedad de Castleman mul-
ticéntrica idiopatica, variedad hialino-vascular,
VHH-8 y VIH negativos. En 2016 inici6 con un
cuadro caracterizado por odinofagia, faringo-
dinia, disfagia a sélidos y sensacién de cuerpo
extrafio en la faringe. Acudié a valoracién, a la
exploracion se encontré una tumoracioén viola-
cea en la vallécula derecha (Figura 1), asi como
adenopatias cervicales y axilares. Fue abordado
como un probable sindrome linfoproliferativo,
por lo que se tomo una biopsia de ganglio axilar

Figura 1. Laringoscopia indirecta 70°. Tumor en la vallé-
cula derecha, color rojo violaceo, de aproximadamente
1 cm de diametro, con base de implantacién ancha,
superficie lisa, que no obstruye la via aérea.

derecho, que se reporté como enfermedad de
Castleman variedad hialino vascular con hiper-
plasia de células dendriticas foliculares. Con
este diagnoéstico, se administr6 quimioterapia
con R-CHOP. Tras cuatro ciclos de quimioterapia
R-CHORP se observé disminucion de las adeno-
patias, asi como de la lesion en la vallécula; sin
embargo, debido a la localizacién del tumor se
realizé biopsia por escisién del mismo (Figura 2),
con reporte histopatoldgico de tumor vascular
benigno. Tres dias posteriores a la reseccién se
observé por laringoscopia nuevo crecimiento.
Se realiz6 una segunda reseccion con reporte de
hemangioma capilar ulcerado. Se mantuvo en
vigilancia observandose un crecimiento rapido
en un mes, por lo que se volvié a programar
reseccion tumoral, pero esta vez, debido al
gran tamano del tumor con via aérea de difi-
cil manejo, requirié traqueostomia previa, sin
complicaciones. Se mantuvo en vigilancia cada
dos semanas y se retir6 traqueostomia al mes de
haberse realizado, sin complicaciones y cierre de
traqueostoma por segunda intencién. Dos meses
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Figura 2. Tumor en la vallécula derecha de 1 cm
aproximadamente, base ancha, moévil, color rosado,
superficie con dreas blanquecinas. No obstruye la via
aérea, cuerdas vocales sin alteraciones, subglotis libre.

después refirié sensacion de cuerpo extrafio
en la hipofaringe y a la valoracién se encontré
nuevamente crecimiento de igual localizaciény
mismas caracteristicas macroscépicas (Figura 3).
Se valoré al paciente junto con el servicio de ra-

Figura 3. Laringoscopia indirecta 70°. Tumor en la
vallécula derecha de 4 cm aproximadamente, base
ancha, de color rojizo con fibrina en su superficie.
Obstruye la via aérea.
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diologia intervencionista para esclerosis tumoral;
sin embargo, en la resonancia magnética nuclear
no se observé un Gnico vaso nutricio del heman-
gioma por lo que se decidié dar tratamiento con
esclerosis tumoral directa con alcohol absoluto y
microparticulas para embolizar, procedimiento
que se realizé en cuatro ocasiones sin éxito
(Figura 4). Después de la Gltima esclerosis se
indicé esteroide oral a dosis alta (prednisona
1 mg/kg de peso, dosis reduccion) para disminuir
la velocidad del crecimiento tumoral sin éxito.
Tras este Gltimo tratamiento y por el caracter
recidivante del hemangioma, previa valoracion
por el servicio de Radioterapia se decidio tratar

Figura 4. Tomografia contrastada de cuello en corte
axial que muestra un tumor orofaringeo derecho con
captacién de medio de contraste y multiples adeno-
patias cervicales.
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con radioterapia coadyuvante, aplicando 50 Gy
en 25 sesiones. A 12 meses de concluir la ra-
dioterapia no se ha observado nuevamente el
hemangioma (Figura 5); el paciente Ginicamente
continda en vigilancia periédica.

DISCUSION

Los hemangiomas en la via aérea son un pade-
cimiento poco frecuente en el adulto, de los que
se desconoce su incidencia debido a la escasa
cantidad de casos que se reportan. El paciente
del caso comunicado ilustra el ejemplo de un
hemangioma orofaringeo de manifestacion en
adulto, que no respondié a los primeras lineas
de tratamiento descritas en la bibliografia,
como la reseccién tumoral, la escleroterapia o
la administracion de esteroides via oral a dosis
altas para disminuir la tasa de crecimiento del
hemangioma. El paciente tuvo multiples recidi-
vas y obstruccién de la via aérea. Por esta razén
se decidié como ultimo recurso, tal cual esta
descrito en la bibliografia, la radioterapia coad-
yuvante que, aunque esta bien descrito su papel
curativo, no se considera una opcién terapéutica

Figura 5. Laringoscopia indirecta 70°, posradiacion, ya
no se observa hemangioma en la orofaringe, solo se
observa sequedad de la mucosa laringea.

de primera instancia. El paciente obtuvo buena
evolucién, con remisién completa del heman-
gioma posterior a la radioterapia y como efecto
secundario de la aplicacion de la misma, solo
se observo sequedad de la mucosa orofaringea.
No es comUn que este tipo de neoplasias tengan
un comportamiento recurrente y agresivo; por el
contrario, la mayor parte de los hemangiomas
remiten tras un tratamiento quirdrgico Gnico.
Anteriormente, en casos agresivos y recidivantes
de esta enfermedad se planteaba la reseccion en
bloque como tratamiento definitivo de las reci-
divas, actualmente ya no es una opcién debido
a la buena respuesta que tienen los pacientes
ante la radioterapia.

El paciente cursaba con enfermedad de Cast-
leman multicéntrica, que es un trastorno
linfoproliferativo que se relaciona con heman-
giomatosis, en este caso el departamento de
hematologia descarté que la enfermedad de
Castleman tuviese una relacién causal con el
hemangioma del paciente. Sin embargo, las mal-
tiples adenopatias que el paciente manifestaba si
se atribuyen a la enfermedad de Castlemany, por
tanto, el tratamiento inicial con quimioterapia
que recibié el paciente en su abordaje fue el
adecuado para el tratamiento de las adenopatias,
actualmente sin actividad de la enfermedad de
base.

De igual manera, cabe destacar que los heman-
giomas que se manifiestan en la enfermedad de
Castleman aparecen caracteristicamente en la
piel de los pacientes; reportados en la bibliogra-
fia como hemangiomas glomeruloides, lesiones
caracteristicas de la enfermedad de Castleman
con sindrome POEMS.

CONCLUSIONES
En el caso comunicado, el hemangioma capilar

ulcerado que manifest6 fue una afeccién inde-
pendiente a la enfermedad de Castleman.
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Los hemangiomas en la via aérea superior en
pacientes adultos son poco comunes y, en ge-
neral, tienen un curso benigno y no recidivante;
por esta razén no hay una linea especifica de
tratamiento en los casos recidivantes.

Aunque la primera opcién terapéutica contra
este tipo de neoformaciones sea el tratamiento
quirdrgico, en casos de comportamiento agresivo
o de recidiva tumoral, la radioterapia muestra
muy buena respuesta y puede considerarse una
alternativa de tratamiento de segunda linea.
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