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Quiste de vallécula como causa de estridor congénito.

Reporte de un caso y revision de la literatura

Vallecula cyst as a cause of congenital stridor. Case report and literature review

Jaime Osorio M, Miguel Cancino C', Rodrigo Arregui V', Angélica Suazo D2.

RESUMEN

El quiste de vallécula congénito es una malformacion de via aérea poco frecuente que
se manifiesta principalmente con estridor laringeo y que puede plantear problemas diag-
ndsticos y terapéuticos complejos, a menudo en situaciones de riesgo vital. Se presenta
el caso de un recién nacido de pretérmino (RNPT) de 36 semanas pequefio edad gesta-
cional (PEG), portador de un estridor laringeo congénito y mal incremento pondoestatu-
ral que en relacion a una infeccion respiratoria baja, presenté empeoramiento del estridor
laringeo a los 48 dias de edad cronoldgica. Por insuficiencia respiratoria aguda requirio
de intubacién orotraqueal que no resultd dificultosa. La extubacion fue fallida por pre-
sentar estridor inspiratorio franco. La nasofibroscopia demostré una lesion de aspecto
quistico en base de lengua que desplazaba la epiglotis hacia posterior obstruyendo par-
cialmente el lumen de la via aérea. Por laringoscopia directa se realizé marsupializacion.
Se realiza la revision bibliogrdfica y se analiza el caso y su tratamiento.
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ABSTRACT

Congenital vallecular cyst is a rare airway malformation mainly manifested by laryn-
geal stridor and could generate complex diagnostic and therapeutic problems, often
in life-threatening situations. We present the case of a pre-term newborn of 36 weeks
small for gestational age, who at 48 days of chronological age showed worsening of a
congenital laryngeal stridor in the context of a lower respiratory tract infection associa-
ted to low weight gain from birth. For reasons of acute respiratory failure, orotracheal
intubation was executed which was not difficult. Extubation was failed because the child
presents significant inspiratory stridor. Nasofibroscopy showed a cystic lesion of the
tongue base that pushed backward the epiglottis obstructing partially the airway lumen.
Marsupialization was performed by direct laryngoscopy. A Bibliographic review was
done and the case and its treatment are discuss
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INTRODUCCION

Las malformaciones congénitas de la laringe (MCL)
son infrecuentes, algunas de dificil diagndstico
y tratamiento. Su sintomatologia es diversa,
pero destaca el estridor, el distrés respiratorio,
la disnea obstructiva, la disfonia y el trastorno
de la deglucion'™2. El diagnostico se basa en la
exploracion de la via aérea con nasofibroscopio
y/0 en caso necesario, laringoscopia directa o
broncoscopia rigida®.

Entre las MCL se incluyen los quistes laringeos
congénitos, con una incidencia de 2 por cada
300.000 recién nacidos vivos*. Fueron descritos
por primera vez en 1881 por Abercrombie. De
Santo y col, en 1970, clasificaron a los quistes
laringeos congénitos en saculares o del foramen
del cartilago tiroides y ductales.

El quiste sacular corresponde a una distension
mucosa del saculo laringeo como consecuencia de
una atresia u obstruccién del orificio ventricular;
y cuando traspasa el inconstante foramen del
cartilago tiroides, reciben el nombre de quiste del
foramen del cartilago tiroides®. Los quistes ducta-
les corresponden a una distension mucosa de una
glandula salival menor producto de la obstruccién
de su ducto de drenaje, con moco blanquecino
denso en su interior y representan el 75% de los
casos. Su ubicacion mas habitual es la vallécula
o0 la base de la lengua, por lo que habitualmente
el término de quiste ductal se reserva al ambito
anatomopatolégico®.

Aun cuando los quistes valleculares se encuen-
tran ubicados fuera de la laringe son considerados
en la literatura cientifica como quistes laringeos
congénitos debido a que pueden desplazar hacia
posterior la epiglotis y obstruir la estrecha via aérea
del neonato’.

El objetivo del articulo es reportar un caso y
revisar la literatura al respecto.

PRESENTACION DEL CASO

Se presenta el caso de un lactante menor
con antecedente de RNPT 36 semanas PEG,
producto de un embarazo no controlado, con
mal incremento ponderal, alimentandose solo
con férmula. Consulta a los 48 dias de nacido en

el Servicio de Urgencia del Hospital Pediatrico
Exequiel Gonzalez Cortés por un cuadro de 4
dias de evolucion caracterizado por estornudos,
rinorrea acuosa y tos que progresivamente
se hace himeda y en accesos, en ocasiones
emetizante, asociado a rubicundez y/o cianosis
facial. Siempre afebril. Dirigidamente se obtiene
historia de sutil estridor con el llanto y durante
la lactancia desde la segunda semana de
vida. Se hospitaliza para manejo con oxigeno
suplementario, broncodilatadores B2 agonistas y
corticoides sistémicos. Evoluciona con aumento
de la dificultad respiratoria llegando a requerir
Fi0, de 40%. Se decide traslado a Unidad de
Paciente Critico. En esta unidad evoluciona
sin signologia obstructiva baja, por lo que se
suspenden los broncodilatadores y la terapia
corticoesteroidal, progresando con estridor
inspiratorio y apremio respiratorio evidente,
por lo cual es conectado a C-PAP. A pesar de lo
anterior, en 24 horas genera acidosis respiratoria,
por lo que se decide el cambio a sistema B-PAP,
con lo que disminuye claramente el estridor y
la dificultad respiratoria, mejorando a su vez
los niveles de PCO, arteriales. Sin embargo tres
dias después por empeoramiento del estridor
inspiratorio  requiri6  ventilacion mecanica
invasiva por gran dificultad respiratoria. Se realiza
fibrobroncoscopia por pediatra broncopulmonar
donde se describe acceso dificultoso por via
nasal hacia laringe por epliglotis elongada y en
omega que oblitera glotis. Se instala mdscara
laringea por la cual acceden a laringe y traquea,
describiendo leve traqueomalacia distal. Ante la
necesidad de evaluar detalladamente la anatomia
laringea se interconsulta a otorrinolaringologia,
realizindose una nasofibroscopia extubada vy
sedada apreciandose masa de aspecto quistico
en la base de la lengua que toma contacto con
epiglotis en omega y la desplaza obstruyendo el
lumen de la via aérea. Se requiere la reintubacion
orotraqueal por desaturacion critica. Con
diagnostico de quiste preepiglotico se programa
intervencion quirtrgica, la cual se realiza por
laringoscopia directa con O6ptica endoscopica
de 0° En base de lengua al llegar a vallécula
se observa lesion quistica redondeada en linea
media que desplaza epiglotis hacia anterior
(Figura 1). Se observan signos inflamatorios
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Figura 1. Quiste de vallécula que desplaza a la epiglotis (*) hacia posterior, obstruyendo la via aérea.

en aritenoides y supraglotis. Guerdas vocales
de aspecto normal, sin otra lesion asociada. Se
realiza amplia marsupializacion con técnica fria
y control de hemostasia con electrocoagulador
monopolar (Figura 2). Se extuba a los 4 dias
poscirugia sin incidentes, sin estridor residual.
En control al sexto dia poscirugia se aprecia
paciente tranquila, sin dificultad respiratoria.
A la nasofibroscopia en el lecho quirtrgico se
observa escasa fibrina, sin edema. Biopsia fue

informada como quiste ductal laringeo sin atipias.
Seguimiento a los 9 meses poscirugia demuestra
ausencia de recidiva a la nasofibrosocopia (Figura
3) y paciente clinicamente asintomatica.

DISCUSION

Los quistes valleculares aunque raros, deben
ser considerados en el diagnéstico diferencial

Figura 2. Abordaje del quiste de vallécula con técnica fria (a y b); realizando amplia marsupializacién (c) y control de hemostasia

con electrocauterio monopolar (d).
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Figura 3. Imagen de control nasofibroscépico al noveno mes posquirtrgico. Se observa vallécula libre.

de un estridor neonatal y podrian ser la causa
de una muerte sdbita infantil”®. En los adultos
suelen ser asintomaticos o provocar sintomas
inespecificos, como disfonia, globo faringeo o
disfagia®. Constituyen la ubicacién mds frecuente
de los quistes ductales laringeos. Otros sitios son
las cuerdas vocales, los repliegues ariepigloticos y
el seno piriforme*67,

El diagnostico puede ser hecho de forma
prenatal desde la 25 semana de gestacion con sig-
nos indirectos, como polihidroamnios, hipoplasia
pulmonar o compresion traqueal”'®. Los sintomas
dependeran de la localizacion y del tamafio del
quiste vallecular; destacando estridor, distrés res-
piratorio, disnea, retraccion intercostal, disfonia,
crisis recurrentes de cianosis, tos cronica, mal in-
cremento pondoestatural, disfonia, llanto anormal,
disfagia y muerte subita.

Estos pacientes pueden presentarse de forma
asintomatica al momento de nacer, pero con el paso
de las semanas desarrollan sintomatologia obstruc-
tiva que puede exacerbarse en el contexto de una
infeccion del tracto respiratorio superior'-'e,

Se relaciona con otras alteraciones de la via
aérea como laringomalacia en el 12%-45% y re-
flujo gastroesofagico en el 70% de los casos. La
prematuridad no constituye factor de riesgo para
presentarlo™®,

Macroscopicamente, los quistes ductales va-
lleculares son masas quisticas uniloculares de
tamafio variable con contenido mucoso, denso,
no infectado. Histologicamente, el quiste contiene
epitelio respiratorio y glandulas mucosas, cubierto
externamente por epitelio escamoso’.

La primera clasificacion de los quistes larin-
geos la realizé De Santo y cols en 1970 basado en
su ubicacion, distinguiéndolos asi como ductales,
saculares y quistes del foramen del cartilago tiroi-
deo®. Posteriormente aparecen descripciones ba-
sadas en la histomorfologia, como la de Newman
BH y cols en 1984 y la de Ramesar Ky Albizzati C
en 1988; donde los clasifican en epiteliales, tonsi-
lares y oncociticos'®'°. Fue Arens y cols en 1997
quien propone una nueva clasificacion basada en
la localizacion e histomorfologia del quiste, clasi-
ficandolos como quistes congénitos, de retencion
y de inclusion®. Por dltimo, Forte y cols en 2004
propusieron un nuevo sistema de clasificacion
para los quistes laringeos congénitos con un en-
foque terapéutico. Esta clasificacion se basa en la
extension del quiste y en el origen embrioldgico
del tejido. Asi, los tipos | son endodérmicos, intra-
laringeos y de extirpacion endoscdpica. Los tipo
[la son endodérmicos, extralaringeos y los tipos
[IB son endomesodérmicos y extralaringeos. Los
tipo Il, para su extirpacion completa, requieren un
enfoque abierto?'.

Entre los diagnosticos diferenciales del quiste
vallecular aparecen el quiste del conducto tiroglo-
s0, el tiroides lingual, quiste dermoides, linfangio-
ma, hemangioma y lipoma*'".

La mayoria de las publicaciones recomiendan
la realizacion de una nasofibroscopia como valo-
racion diagnostica inicial, por ser un examen facil,
rapido y poco invasivo. Tiene como limitacion su
disponibilidad y operador dependencia, especial-
mente para la zona de la vallécula y la base de
lengua que en ocasiones es de dificultosa visuali-
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zacion, requiriéndose una laringoscopia directa, la
cual sigue siendo el gold standard™.

En nuestro caso, la rdpida evolucion de la
insuficiencia respiratoria precipitd la instrumenta-
lizacion de la via aérea para soporte ventilatorio
antes que la visualizacion fibroscopica. Posterior-
mente, la fibrobroncoscopia, descarté patologia
estructural bajo la glotis, sin embargo, debido a la
presencia de la mascara laringea, no fue posible la
visualizacién del resto de la via aérea supraglética.
Finalmente, fue la nasofibroscopia el examen que
nos permitio hacer el diagnéstico preoperatorio.

Si es necesario caracterizar mejor la lesion, en
caso de duda diagnostica, la ecotomografia cervi-
cal resulta el método mas til para definir si el con-
tenido es liquido o solido. En términos generales la
resonancia nuclear magnética es mejor definiendo
las caracteristicas de la lesién y sus limites, obser-
vandose una imagen hipointensa en T1, hiperinten-
sa en T2 y que no se realza tras la administracion
de gadolinio; sin embargo, resulta poco practica
no sélo por el costo, sino principalmente porque
requiere de sedacion y el consiguiente manejo de
via aérea por un anestesista. La tomografia compu-
tarizada de cuello presenta similares desventajas,
sumando ademds la irradiacion2.

El tratamiento de los quistes valleculares, a di-
ferencia de los quistes del saculo laringeo, reviste
menos controversia. Leibowitz JM y cols en una
serie de 11 casos reporta 27% de recurrencia, sin
diferencias significativas entre marsupializacion
y excision completa del quiste™. Suzuki J y cols
en una revision de 39 pacientes reportan 2,5% de
recurrencia con la marsupializacion endoscépica®.
En otra revision de 33 casos, Hsieh LC y cols
reporta 12% de recurrencia con marsupializacion
con laser CO, y Tsai YT y cols, en 28 pacientes no
reporta recurrencias con similar técnica??2. Chen
EY y cols y Prowse Sy cols, en series pequefas de
7'y 6 casos, no reportan recurrencias empleando
excision completa y marsupializacion endoscépica,
respectivamente?24. Gonik N y Smith LP reportan
3 casos de tratamiento con ablacion por radiofre-
cuencia sin recurrencia®.

En términos generales, el procedimiento qui-
rirgico se realiza mediante vision directa con larin-
goscopio, teniendo presente no cubrir el quiste con
la hoja de éste. ldealmente, la cirugia busca una
extirpacion completa de la capsula del quiste. Si lo
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anterior no es posible, se debe realizar una marsu-
pializacion con técnica fria empleando microtijeras,
electrocauterio o laser CO,. La aspiracion con aguja
fina no debe usarse como tratamiento definitivo
dada su alta tasa de recidiva. En nuestro caso, se
optd por una amplia marsupializacién con técnica
fria y hemostasia de los bordes con electrocaute-
rizacion's"7,

CONCLUSION

Los quistes valleculares son una rara causa de
estridor congénito en el recién nacido. Es necesaria
una alta sospecha clinica que permita realizar un
diagnostico presuntivo, el cual serd confirmado
mediante fibroscopia. La resolucion quirdrgica debe
ser meticulosamente programada idealmente junto
con el anestesista, dado la dificultad intrinseca del
manejo de la via aérea. El abordaje terapéutico debe
ser oportuno, tratando de realizar idealmente una
exéresis completa o una marsupializacién amplia
del quiste.
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