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Linfangioma de amigdala palatina como
urgencia de la via aerea superior en un
adulto

Lymphangioma arising from the palatine
tonsil, presenting as an airway emergency in
an adult.

Arturo Larrea-Ndjera,! Héctor Manuel Prado-Calleros,? Amin Wegan-Hadad,® José
Antonio Talayero-Petra*

Resumen

ANTECEDENTES: Los linfangiomas son malformaciones congénitas que frecuentemen-
te afectan la cabeza y el cuello. La mayor parte se diagnostican en las primeras dos
décadas de la vida y el sintoma mds comdn es la existencia de una masa en la cabeza
o el cuello. Los linfangiomas de las amigdalas palatinas son atin mas raros y pueden
cursar de forma asintomatica o, bien, de acuerdo con el tamafio y la extensién de la
lesién, manifestarse con disfagia, faringodinia, hemorragia o tos.

CASO CLINICO: Paciente femenina de 27 afios de edad que manifesté un linfangioma
en la amigdala palatina izquierda, iniciando con dificultad respiratoria y estridor.

CONCLUSIONES: Esta enfermedad se establece como una afeccién localizada en la
via aérea superior, mas que tan solo como un hallazgo histopatolégico.

PALABRAS CLAVE: Linfangioma; higroma quistico; amigdala palatina, amigdala.

Abstract

BACKGROUND: Lymphangiomas are congenital malformations that frequently
affect head and neck. The majority are diagnosed within the first two decades of
life and the most common symptom is the presence of a mass in the head or neck.
Lymphangiomas of the tonsils are yet rarer and can be asymptomatic, or according
to the size and extension of the lesion, they can present dysphagia, sore throat,
bleeding or cough.

CLINICAL CASE: A 27-year-old female patient with a lymphangioma of the left tonsil,
debuting with shortness of breath and stridor.

CONCLUSIONS: This disease is established as an entity located in the upper airway
more than just a histopathological finding.

KEYWORDS: Lymphangioma; Cystic hygroma; Palatine tonsil; Tonsil.
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ANTECEDENTES

Los linfangiomas, también conocidos como
higromas quisticos o pdlipos linfangiomatosos,
son lesiones congénitas en la mayoria de los
casos, que se manifiestan como masas quisticas
benignas que resultan del desarrollo anormal de
canales linfaticos. A pesar de que estas lesiones
tienden a rodear y en ocasiones invadir estruc-
turas adyacentes, no tienen potencial maligno.'?
Tipicamente se diagnostican al nacimiento
(50%), mientras que el 80 al 90% se hacen
clinicamente detectables para los primeros dos
anos de edad.' La incidencia internacional de
malformaciones linfaticas es de 1 en 6,000 hasta
1 en 16,000 recién nacidos vivos.'?

Afectan principalmente la cabeza y el cuello
(75%), y le siguen la axila y el mediastino. Los
sitios mas comunes de manifestacion son la
lengua, los carrillos (mejillas) y el piso de la
boca. Suelen ser asintomaticos, la indicacién
principal del tratamiento es la preocupacién
cosmética.* Sin embargo, estas lesiones pueden
dar un espectro muy variado de caracteristicas
clinicas segln la localizacion, pueden llegar a
obstruir la via aérea. Aproximadamente la mitad
de los pacientes mostraran aumento de volumen
de la masa cuando padezcan una infeccién de
la via aérea superior.>®

Los linfangiomas en las amigdalas palatinas son
muy raros. Las manifestaciones clinicas varian
desde una masa pequefia asintomatica descu-
bierta incidentalmente a la exploracién fisica
hasta sintomas comunes, como disfagia, farin-
godinia recurrente, sensacién de cuerpo extrafio,
amigdalitis y tos no productiva. Una masa grande
puede ocasionar dificultad respiratoria, estridor o
nausea y suele crecer posterior a una infeccion
activa.?® A la exploracioén fisica se observa como
una masa pediculada y oval que protruye de la
amigdala palatina, mayoritariamente unilateral
(hay un caso en la bibliografia que es bilateral)
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y sin predileccion de lado.? Los diagndsticos
diferenciales a considerar incluyen linfangiecta-
sia, hemangioma, malformacién arteriovenosa,
polipos fibroepiteliales y papiloma.>®

Existe debate sobre la causa de los linfangiomas,
que pueden considerarse neoplasias verdaderas,
malformaciones o hamartomas. Por otro lado,
se han descrito tres tipos morfolégicos: simple
o capilar (usualmente encontrado en la piel
superficial), cavernoso (representado por lesio-
nes subcutdneas) e higromas quisticos (el mas
comin en la cabeza y el cuello y compuesto
por espacios linfaticos quisticos y dilatados). La
diferenciacion entre estos tres tipos se hace de
acuerdo con los componentes de los espacios
linfaticos. En ocasiones, las combinaciones de
estos tres tipos pueden encontrarse en una misma
lesion.? Esta clasificacion se ha reemplazado
por otra basada en el aspecto: macroquistico,
microquistico y combinado.’

CASO CLiNICO

Paciente femenina de 27 anos de edad, que
acudio6 al servicio de urgencias por padecer
faringodinia, disfagia, odinofagia, fiebre no
cuantificada y voz en papa caliente de 12 dias
de evolucién. Inicialmente acudié con un mé-
dico quien indicé tratamiento antibiético no
especificado sin alivio del cuadro. La paciente
referia que no toleraba la posicién decubito su-
pino; en todo momento debia estar en posicién
vertical o semifowler. Posteriormente se agregé
dificultad respiratoria dos dias antes de su aten-
cion en el servicio de urgencias y finalmente
estridor horas antes de llegar al hospital. A la
exploracion fisica mediante endoscopia rigida
nasal se observé el tabique funcional, la mucosa
nasal normocromica, los cornetes inferiores
hipertréficos, meatos medios libres, escasa rino-
rrea hialina y nasofaringe libre y sin evidencia
de lesiones o secreciones anormales. La pa-
ciente tenia libre apertura bucal. En la cavidad
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oral se observé Mallampati clase II, orofaringe
con amigdala platina izquierda grado Il y la
derecha con grado Il de hipertrofia, sin lesio-
nes evidentes de las mismas ni con exudados,
y la pared posterior de orofaringe se encontré
eucrémica y sin evidencia de descarga retro-
nasal. Sin embargo, al hacer la evaluacién con
fibroscopia flexible (via nasal) de la orofaringe,
se observé en la base de la lengua una lesién de
aspecto liso y rosado, que se extendia hacia la
hipofaringe, bloqueando la visién de la epiglotis
y cubriendo practicamente todas las estructuras
supragldticas, observando asi un 20% del aditus
laringeo. No se observaba una aparente exten-
sién glética o subglética, permitiendo visualizar
una adecuada movilidad cordal (en su regién
anterior) y la subglotis aparentemente libre.
Mediante la visién endoscépica no fue posible
determinar el sitio de origen o insercién de la
lesién descrita.

Como manejo inicial se decidié impregnar a la
paciente con doble esquema antibidtico (cef-
triaxona 1 g IV cada 12 horas, y metronidazol
500 mg IV cada 8 horas), y a la par asegurar la
via aérea mediante intubacion nasotraqueal.
Posteriormente se realizé una tomografia simple
y contrastada de cuello (Figura 1) en donde no
se logré visualizar apropiadamente el sitio de
origen de la lesion por la extensién y sobrepo-
sicién con estructuras adyacentes. Se supuso
inicialmente que se localizaba en la orofaringe,
sin poder saber la estructura anatémica precisa.
Posteriormente se intervino quirdrgicamente con
la idea inicial de realizar una revisién quirtrgica
mas probable traqueotomia con toma de biopsia
de la lesion (por escision vs incisional de acuerdo
con el sitio de insercién), suponiendo que fuera
de origen neoplasico. Al tener a la paciente en
decubito supino, y al colocar el abrebocas, se
identifico la lesion en la orofarige (situacién que
no pasaba cuando estaba en decubito supino;
Figura 2). Al tomar con una pinza la masa, se
identific6 que era dependiente de la amigdala

Figura 1. Tomografia contrastada de cuello en cortes
coronales y sagitales. Se observa una imagen hipodensa
que no realza con medio de contraste localizada en
la hipofaringe.

palatina izquierda, origindndose en el polo infe-
rior de la misma y extendiéndose a las estructuras
descritas (Figura 3). Se realiz6 una amigdalec-
tomia izquierda con técnica fria, extrayendo la
lesion en bloque junto con la amigdala palatina.
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Figura 2. Fotografia transquirdrgica de la lesién estando
la paciente en decubito supino. Se observa el abate-
lenguas y la lesion que practicamente ocluye toda la
vision de la orofaringe.

Figura 3. Fotograffa transquirtrgica de la lesion al ser
tomada por una pinza y exteriorizarla por la cavidad
oral. En este momento se identifica que es dependiente
de la amigdala palatina izquierda.

2021; 66 (2)

Ya no fue necesario realizar la traqueotomia y se
realiz6 una extubacién exitosa.

El servicio de patologia estudié la pieza ana-
tomica y refiri6 como diagnéstico final un
linfangioma de la amigdala palatina izquierda.

DISCUSION

Existen pocos reportes en bibliografia sobre
linfangiomas dependientes de la amigdala pa-
latina. Mardikian y Karp, en una revision de la
bibliografia inglesa de 1939 a 2013, documen-
taron un total de 32 casos en todo el mundo. En
ese articulo encontraron que la forma clinica de
manifestacién mas comdn fue la de amigdalitis
recurrente y que los sintomas mas comunes eran
disfagia, faringodinia y globo faringeo. Asimis-
mo, documentaron que el lado mds comdn de
manifestacién era el derecho (50 vs 46% del
izquierdo) y solo encontraron un caso bilateral.
La edad media de manifestacion fue de 26 afios,
la mediana de 22 anos de edad, el paciente mds
grande fue de 80 anos y el mas joven de 3 afios
de edad.?

Hicimos una nueva revision de la bibliografia
mediante las plataformas PubMed, Crossref,
Medscape, Google Scholar con las siguientes
palabras clave: linfangioma, pélipo linfangio-
matoso, higroma quistico, amigdala palatina y
amigdala. Se identificé el primer caso descrito y
se limit6 la busqueda inicial hasta el afio 2013,
encontrando cinco casos mas no citados en el
estudio de Mardikian, descritos en otros idiomas
(francés, italiano y coreano)'* y 2 casos mas
en inglés."? Mediante los mismos buscadores
hicimos una revision de 2013 y hasta 2021 en
busca de mds casos de linfangiomas de la amig-
dala palatina en todo el mundo. Encontramos un
total de 8 casos mas,"*?! incluyendo el nuestro
(Cuadro 1), sumando asi un total de 48 casos en
la bibliografia mundial desde 1939.
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Cuadro 1. Casos reportados en la bibliografia de amigdala palatina

Cengiz 2013™ Globo y disfagia

2 Gunbey 2014'® Disfagia, globo faringeo

3 Khatib 2015" Disfagia, dificultad al hablar
4 Furukawa 2016%° Globo faringeo y tos seca

5 liadou 2016% Tos, disfagia y alt.eraciones del

dormir

6 Ji 2017% Faringoamigdalitis de repeticion
7 cmage b i
8 Rajan 2020%' Globo faringeo y disfagia

9 Larrea 2021 Disfagia, faringodinia, estridor

En los casos revisados de 2013 a 2021, encon-
tramos que la mediana de edad de los pacientes
fue de 14 afios y la media de 17.5 afios, el mas
joven fue de 6 anos y el mayor de 36 anos;
nuestra paciente de 27 ahos esta por arriba del
intervalo de edad en la revisién desde el 2013,
pero si tomamos en cuenta todos los casos exis-
tentes, se acerca bastante a la media (26 afnos). La
mayoria de los casos se encuentran en la tercera
década de la vida, al igual que nuestra paciente.
En la revisién de la bibliografia también de 2013
a 2021 encontramos que la lateralidad fue favo-
recida para la amigdala palatina izquierda (50%)
en comparacién con la derecha (37%), con el
reporte de un solo caso bilateral.

Si englobamos los 48 casos (incluyendo el nues-
tro) descritos a la fecha en todo el mundo,

amigdala palatina izquierda se ve afectada en el
50% de las veces, mientras que la derecha en el
44%. En la mayoria de los casos ocurrié de forma
unilateral y solo encontramos (desde 1939) un
total de dos casos con afeccién bilateral.>7-?"

La manifestacion clinica es dependiente del
tamafo y extension de la lesién. En la mayoria
de los casos encontrados en la bibliografia la
manifestacién clinica desde 1939 se caracteriz6
por ser globo faringeo, disfagia y amigdalitis de

Izquierda Pélipo linfangiomatoso
Izquierda 14 Pélipo linfangiomatoso
Derecha 14 Pélipo linfangiomatoso
NE 30 Linfangioma
Derecha 9 Linfangioma
Izquierda 6 Pélipo linfoide
Bilateral 21 Pélipos linfangiomatosos
Derecha 13 Pélipo linfangiomatoso
Izquierda 27 Linfangioma

repeticion. Sin embargo, existen otras manifesta-
ciones clinicas descritas, como tos, alteraciones
del suefio, del habla, sialorrea y en casos mas
raros otalgia y actfeno. Incluso hay pacientes
asintomaticos en los que su deteccion resulta
un hallazgo en la exploracién fisica de la via aé-
rea.>'32' Chen y colaboradores® fueron los Gnicos
que han reportado que se manifesté como una
“obstruccién respiratoria” sin ser una urgencia
verdadera, porque fue una paciente programada
para amigdalectomia de rutina. Al revisar todos
los casos detenidamente, nuestro caso ha sido
el inico que después de la infeccion en la via
aérea superior se manifesté como una urgencia
respiratoria que requirié manejo avanzado de
la via aérea.

Es probable que la lesion en esta paciente haya
pasado inadvertida durante dos décadas, pero
al no tener un tamafo relevante, la paciente
subestimo6 sintomas, como globo faringeo,
faringodinia intermitente, disfonia o tos. Sin
embargo, a pesar del interrogatorio intencionado
en busca de cualquier tipo de sintoma faringeo
o laringeo, como los descritos, la paciente negd
haber tenido esos problemas con anterioridad.
Este caso representa el primero en la bibliografia
en el que se describe como una urgencia por
obstruccion en la via aérea, sin haber sintomas
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especificos afios antes, como es lo esperado si
se considera el tamafio de la lesién registrado
en el posquirtrgico inmediato y el grado de
obstruccién documentada en la tomografia. La
infeccion de via aérea superior que manifesté la
paciente previamente fue el detonante para que
tuviera dificultad respiratoria. Ya se ha descrito
en la bibliografia que los linfangiomas pueden
causar crecimiento posterior a una infeccién de
la via aérea superior.>®

Las malformaciones linfaticas de las amigdalas
palatinas se han reportado muchas veces como
polipos linfangiomatosos o angiomas, debido a
que no ha podido definirse su origen; por ello,
muchos autores argumentan que esta afeccion
estd subdiagnosticada.''®

El tratamiento de eleccion es la reseccién quirdr-
gica de la lesion en todos los casos, situacion que
se realizé de forma exitosa en nuestra paciente.

CONCLUSIONES

El linfangioma de la amigdala palatina es una
afeccién poco frecuente y se manifiesta con
un espectro clinico variable de acuerdo con el
tamano y la extension. Es una enfermedad sub-
diagnosticada por su espectro tan amplio en la
manifestacion clinica. Este es el primer caso de
la bibliografia que inicia como una urgencia de
la via aérea superior. El diagnéstico diferencial
se hace histopatolégicamente con otras lesiones
como hemangiomas, pdlipos fibroepiteliales y
papilomas.
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