OTORRINOLARINGOLOGIA
DOCUMENTACION Y METODOLOGIA DE INVESTIGACION

Volumen 17 - Namero 1 * 2026

elSSN: 2444-7986 Ediciones Universidad

DOI: https://doi.org/10.14201/0rl.2026171 S l
https://revistas.usal.es/index.php/2444-7986/ dlamanca



https://revistas.usal.es/index.php/2444-7986/
https://doi.org/10.14201/orl.2025163

Revista ORL

e-ISSN: 2444-7986 — DOI: https://doi.org/10.14201/0r.2026171
CDU: 616.2 -IBIC: Otorrinolaringologia (nariz, garganta, oidos) [MJP] - BIC: Otorhinolaryngology [ENT]
- BISAC: Medical / Otorhinolaryngology [MED066000]

VOL. 17,N. 1,2026
EDICIONES UNIVERSIDAD DE SALAMANCA

EQUIPO DE REDACCION

DIRECTOR

José Luis PARDAL REFOYO, SACYL, Hospital Universitario de Salamanca, Espana

SECRETARIA DE DIRECCION

Transito FERRERAS FERNANDEZ, Universidad de Salamanca, Espafia

CONSEJO DE REDACCION

José Ignacio BENITO OREJAS, SACYL, Hospital Clinico Universitario de Valladolid, Espaia
Jaime SANTOS PEREZ, SACYL, Hospital Clinico Universitario de Valladolid, Espafia
Ana Isabel NAVAZO-EGUIA, SACYL, Hospital Universitario de Burgos, Espafia
Carmelo MORALES ANGULO, Universidad de Cantabria, Espana
Eduardo MARTIN SANZ, Universidad Europea de Madrid, Espafia
Helena MARTIN RODERO, Universidad de Salamanca, Espafia
Pedro DIAZ DE CERIO CANDUELA, Hospital San Pedro de Logroio, Espafia
Jorge CHAMORRO SANCHEZ, Universidad Pontificia de Salamanca, Espafia
Angel BATUECAS CALETRIO, Universidad de Salamanca, Espafia
Luis Angel VALLEJO VALDEZATE, Universidad de Valladolid, Espafia
Beatriz PARDAL PELAEZ, Universidad de Salamanca, Espafia

CONSEJO ASESOR

Juan José AILAGAS DE LAS HERAS, SACYL, Hospital Clinico Universitario de Valladolid, Espafa
José Luis LLORENTE PENDAS, Universidad de Oviedo, Espafia
Gonzalo MARTIN HERNANDEZ, SACYL, Complejo Asistencial de Avila, Espafia
Agustin MAYO ISCAR, Universidad de Valladolid, Espafia
Dario MORAIS PEREZ, SACYL, Hospital Clinico Universitario de Valladolid, Espafia
Andrés MUNYO ESTEFAN, Universidad de la Republica, Uruguay
Angel MUNOZ HERRERA, Universidad de Salamanca, Espafia
Carlos OCHOA SANGRADOR, SACYL, Complejo Asistencial de Zamora, Espana
Leonardo Elias ORDONEZ ORDONEZ, Universidad Militar Nueva Granada, Colombia
Nicolds PEREZ FERNANDEZ, Universidad de Navarra, Espafia
Angel RAMOS MACIAS, Universidad de Las Palmas de Gran Canaria, Espafia
Santiago SANTA CRUZ RUIZ, Universidad de Salamanca, Espana
Mariela Claudia TORRENTE AVENDANO, Universidad de Chile, Chile
Marfa Jestis VELASCO GARCIA, SACYL, Complejo Asistencial de Avila, Espafia
Luis LASSALETTA ATIENZA, Universidad Auténoma de Madrid, Espafia
Raimundo GUTIERREZ FONSECA, Hospital Rey Juan Carlos de Mdstoles, Esparia
Ricardo BENTO, Universidade de Sao Paulo, Brazil
Sergio CARMONA, Instituto de Neurociencias de Buenos Aires, Argentina
Jorge CARO LETELIER, Pontificia Universidad Catélica de Chile, Chile
Roy CASIANO, University of Miami, United States
Rogelio CHARLONE GRANUCCI, Hospital Maciel de Montevideo, Uruguay
Gabriel CHARLONE GRANUCCI, Universidad de la Republica, Uruguay
Juan Armando CHIOSSONE KERDEL, Universidad Central de Venezuela
Leopoldo CORDERO, Centro de Investigaciones Otoaudioldgicas, Argentina
Gustavo Ramoén COSTAS RIVIEZZO, Universidad de la Republica, Uruguay
Marcelo D' AGOSTINO, Pan American Health Organization, Washington, United States
Ricardo D" ALBORA, Universidad de la Republica, Uruguay
Paul DELANO REYES, Universidad de Chile, Chile
José GRANELL NAVARRO, Hospital Universitario Rey Juan Carlos de Mdstoles, Espaia
David NOVILLO ORTIZ, Pan American Health Organization, Washington, United States

Ediciones Universidad de Salamanca / [E282 [1I] Rev. ORL, 2026, 17, 1


https://doi.org/10.14201/orl.2025163

Revista ORL

e-ISSN: 2444-7986 — DOL: https://doi.org/10.14201/0rl.2026171
CDU: 616.2 -IBIC: Otorrinolaringologia (nariz, garganta, oidos) [MJP] - BIC: Otorhinolaryngology [ENT]
- BISAC: Medical / Otorhinolaryngology [MED066000]

VOL. 17,N. 1, 2026
EDICIONES UNIVERSIDAD DE SALAMANCA

INDICE

EDITORIAL

El editor en la revision por pares: una mirada critica
José Luis PARDAL-REFOYO

ARTICULOS ORIGINALES

Potenciales evocados auditivos de tronco cerebral (PEATC) realizados

bajo sedacion con melatonina

Anastasiya AVDIYUK, Mayte HERRERA, Esther CRISTOBAL, Sandra M. MARTIN,
Estefania MIRANDA SANCHEZ, Guillermo PLAZA

11

Tendencias epidemioldgicas y evolucion diagnostica del cancer de orofaringe relacionado

con el VPH en un hospital terciario espafiol: un estudio retrospectivo de 12 afios

Juan Manuel GRANADOS-SITGES, Jose GRANELL-NAVARRO, Isabel FERNANDEZ-RASTRILLA,
Hernan LOPEZ-TELLO, Raimundo GUTIERREZ-FONSECA

21

ARTICULOS DE REVISION

Manejo del hemangioma timpdnico. Revision sistematica
Jorge BEDIA-GARCIA, Cristina CORDERO-CIVANTOS, Judit PEREZ-SAEZ,
Luis Arturo RIVAS-SALAS, Ana Isabel NAVAZO-EGUIA

27

Rabdomiosarcoma nasal: estrategias terapéuticas y factores pronosticos.
Una revision sistemdtica

José Carlos REDONDO-BENAVENTE, Jests Carlos VERGE-GONZALEZ,
Cristina Isabel SANZ-SANCHEZ, Oscar Emilio CAZORLA-RAMOS

37

CASO CLINICO

Hemangioma timpdnico: presentacién de un caso )
Jorge BEDIA-GARCIA, Cristina CORDERO-CIVANTOS, Judit PEREZ-SAEZ,
Luis Arturo RIVAS-SALAS, Ana Isabel NAVAZO-EGUIA

49

Ediciones Universidad de Salamanca / [E282 [IOII] Rev. ORL, 2026, 17, 1


https://doi.org/10.14201/orl.2025163

Revista ORL

e-ISSN: 2444-7986 — DOI: https://doi.org/10.14201/0r1.2026171
CDU: 616.2 -IBIC: Otorrinolaringologia (nariz, garganta, oidos) [MJP] - BIC: Otorhinolaryngology [ENT]
- BISAC: Medical / Otorhinolaryngology [MED066000]

VOL. 17,N. 1, 2026
EDICIONES UNIVERSIDAD DE SALAMANCA

TABLE OF CONTENTS

EDITORIAL

The editor in peer review: an analytical perspective
José Luis PARDAL-REFOYO

ORIGINAL ARTICLES

Auditory Brainstem Response (ABR) performed under melatonin sedation
Anastasiya AVDIYUK, Mayte HERRERA, Esther CRISTOBAL, Sandra M. MARTIN,
Estefania MIRANDA SANCHEZ, Guillermo PLAZA

11

Epidemiological trends and diagnostic evolution of HPV-related oropharyngeal cancer

in a spanish tertiary center: a 12-year retrospective study

Juan Manuel GRANADOS-SITGES, Jose GRANELL-NAVARRO, Isabel FERNANDEZ-RASTRILLA,
Hernan LOPEZ-TELLO, Raimundo GUTIERREZ-FONSECA

21

REVIEW ARTICLES

Timpanic hemangioma management. Systematic review
Jorge BEDIA-GARCIA, Cristina CORDERO-CIVANTOS, Judit PEREZ-SAEZ,
Luis Arturo RIVAS-SALAS, Ana Isabel NAVAZO-EGUIA

27

Nasal rhabdomyosarcoma: therapeutic strategies and prognostic factors.
A systematic review i

José Carlos REDONDO-BENAVENTE, Jesus Carlos VERGE-GONZALEZ,
Cristina Isabel SANZ-SANCHEZ, Oscar Emilio CAZORLA-RAMOS

37

CASE REPORT

Timpanic hemangioma: a case report
Jorge BEDIA-GARCIA, Cristina CORDERO-CIVANTOS, Judit PEREZ-SAEZ,
Luis Arturo RIVAS-SALAS, Ana Isabel NAVAZO-EGUIA

49

Ediciones Universidad de Salamanca / [E282 [IV] Rev. ORL, 2026, 17, 1


https://doi.org/10.14201/orl.2025163

eISSN 2444-7986
DOI: https://doi.org/10.14201/0rl.34886

EDITORIAL

EL EDITOR EN LA REVISION POR PARES: UNA MIRADA CRITICA

The editor in peer review: an analytical perspective

José Luis PARDAL-REFOYO

Director de Revista ORL. Hospital Universitario de Salamanca. Servicio de Otorrinolaringologia y Cirugia de
Cabeza y Cuello. Universidad de Salamanca. Departamento de Cirugia. Area de Otorrinolaringologia / IBSAL
(Instituto de Investigacion Biomédica de Salamanca) - Salamanca. Esparia

Correspondencia: jlpardal@usal.es

Fecha de publicacién: 11 de marzo de 2026
Fecha de publicacion del fasciculo: 31 de marzo de 2026

Conflicto de intereses: Los autores declaran no tener conflictos de intereses

Imagenes: Los autores declaran haber obtenido las imagenes con el permiso de los pacientes

Politica de derechos y autoarchivo: se permite el autoarchivo de la version post-print (SHERPA/RoMEO)

Licencia CC BY-NC-SA 4.0. Licencia Creative Commons Atribucién-NoComercial-CompartirIgual 4.0 Internacional
Universidad de Salamanca. Su comercializacion esta sujeta al permiso del editor

INTRODUCCION

La revision por pares (RP) es el principal meca-
nismo de control de calidad de las publicaciones
biomédicas. Tradicionalmente, el debate se ha
centrado los autores y revisores, pero el papel de
los editores suele pasar desapercibido.

El proceso editorial (PE) es complejo y en él
podemos identificar puntos clave, cada uno con
subprocesos que resumimos en la Tabla 1 (Anexo
1) segtin los marcos normativos compatibles con
los Principles of Transparency and Best Practice in
Scholarly Publishing [1].

El editor ocupa una posicion clave dentro
del PE, asumiendo la responsabilidad de tomar

Ediciones Universidad de Salamanca / (€383

(1]

decisiones discrecionales en los diversos puntos de
control. Estas decisiones abarcan desde el cribado
inicial de los manuscritos hasta la seleccion e
instruccion de los revisores, la sintesis de los infor-
mes recibidos, la aplicacion de politicas editoriales
y la determinacién del nivel de transparencia que
se adopta durante todo el proceso [2-11].
Distinguimos ocho fases en el PE (Tabla 1,
Anexo 1), cada una de ellas vinculada a puntos de
control especificos donde el editor ejerce su capaci-
dad de decision. En estos nodos, el editor influye de
manera significativa sobre aspectos como el acceso
de los manuscritos a la revision, el contenido y el
enfoque de la evaluacion, la decision final sobre la
publicacién y la correccién del registro cientifico.

Rev. ORL, 2026, 17, 1, 1-9
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Entre los puntos de control el editor realiza
tareas de verificacion ética inicial, cribado editorial,
seleccion e instrucciones dirigidas a los revisores,
sintesis de los informes de revision, determina-
cion del umbral de suficiencia durante las distin-
tas rondas de evaluacidn y gestion posterior a la
publicacion. Todo este entramado evidencia que
la revision por pares no es unicamente un proceso
delegado a los revisores, sino que se trata de un
sistema profundamente mediado por las decisiones
del editor.

Esta discrecionalidad editorial, reconocida
por las principales organizaciones internacionales
dedicadas a la integridad en la edicién cientifica,
debe ejercerse bajo los principios de transparencia,
coherencia, rendicién de cuentas y correccién
activa del registro cientifico. Sin embargo, la apli-
cacion de estos principios todavia muestra varia-
bilidad significativa entre las revistas, lo que pone
de manifiesto la necesidad de avanzar hacia una
mayor homogeneidad en los estandares editoriales.

Este editorial sintetiza criticamente esa eviden-
cia con un foco en cuatro ejes interrelacionados:
aseguramiento de la calidad, ética e integridad,
transparencia y dindmicas de poder.

1. PROFESIONALIZACION Y COMPETENCIAS
EDITORIALES

Una revision exploratoria de alcance identifico
1.566 enunciados de competencias para editores cien-
tificos de revistas biomédicas, agrupados en dominios
que incluyen la evaluacién metodoldgica y estadistica,
la aplicacién de guias de publicacion, la gestion del
proceso de revision, el manejo de conflictos de interés
y de sospechas de mala conducta, y la comunicacion
con autores y revisores [2]. Otros trabajos refuerzan la
idea de que las funciones del editor exigen un conjunto
sofisticado de conocimientos en metodologia, ética,
gestion editorial y comunicacion que rara vez se
adquiere mediante formacion estructurada y que la
mayoria de editores han aprendido con el ejercicio
diario en el puesto [6, 11-13].
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Editores de distintas disciplinas reconocen
retrospectivamente que han debido elevar crite-
rios de calidad, sistematizar el rechazo editorial
y reforzar la formalizacién de la revision externa
debido al aumento del volumen de manuscritos y
a las exigencias de transparencia y ciencia abierta
[6, 11, 14-17].

2.LOS EDITORES COMO DECISORES ULTIMOS

La decision sobre la publicacion de un articulo
es del editor con el asesoramiento de los revisores,
en esto el consenso es claro [4]. Las decisiones
incorporan no solo los informes recibidos de los
revisores, sino también el juicio del editor, las
respuestas de los autores, la carga de trabajo de
la revista, los objetivos estratégicos, el perfil de
lectores y las consideraciones del editor jefe o la
editorial [4, 9, 11].

Los editores realizan otras funciones, ademas
de las administrativas. Deben valorar la compe-
tencia y posibles sesgos de los revisores, resolver
discrepancias, solicitar opiniones adicionales y
traducir los informes a una carta de decision que
suele seleccionar y jerarquizar los comentarios que
se trasladan a los autores [3, 4, 9].

3.PUNTOS DE CONTROL EDITORIAL EN LA
REVISION POR PARES

En el PE se identifican varios nodos de control
editorial con efectos directos sobre la decision de
publicar un articulo o informe de investigacién
(Tabla 1, Anexo 1). En estos puntos con frecuencia
se cometen errores.

o Cribado inicial y rechazo editorial: los manus-
critos pueden ser rechazados en la primera
evaluacion por el editor sin revision externa,
basandose en juicios sobre novedad, interés
para los lectores, adecuacién al 4mbito de la
revista o calidad metodoldgica percibida [5, 8,
11, 17]. Este proceso suele ser poco transparente
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y se realiza con pleno conocimiento de la iden-
tidad, afiliacién y trayectoria de los autores.

o Seleccion de revisores: los editores determinan
quienes juzgaran el manuscrito. Estudios de
caso sobre sistemas de gestion editorial (Edito-
rial Management Systems, EMS) muestran que,
aunque las plataformas sugieren revisores y
monitorizan tiempos, los editores frecuen-
temente se apartan de las recomendaciones
algoritmicas para preservar su propio criterio
en la eleccion de expertos [5, 18].

o Instrucciones a los revisores: un estudio que
compard prioridades de revisores de ensayos
clinicos con las tareas que los editores les soli-
citaban document6 una discordancia notable
ya que los revisores consideraron prioritarios
la evaluacion del riesgo de sesgo, la estadistica
y la interpretacién de resultados, pero solo
una minoria de revistas pedia explicitamente
valorar el riesgo de sesgo, en cambio, la tarea
mas enfatizada por las revistas era recomen-
dar la aceptacion o rechazo [19]. Entrevistas
con editores revelan que, en muchos casos,
la orientacion a revisores es minima o muy
genérica, bajo la presuncién de que ya saben
revisar [3, 4].

Estos hallazgos sugieren que lo que los edito-
res piden a los revisores moldea profundamente
el contenido de la RP y, por extension, la calidad
metodoldgica y ética de lo publicado.

4. INTEGRIDAD, CONFLICTOS DE INTERES
Y AUTOCONTROL INSUFICIENTE

Numerosos articulos normativos sitian al
PE como centinela de integridad, que deberia
detectar problemas de autoria, plagio, fabricacién
o falsificacién de datos, conflictos de interés no
declarados, falta de aprobacion ética o de registro
de ensayos [20-27]. Se esperaria, por tanto, que los
editores contaran con marcos fuertes y fiables para
gestionar sus propias fuentes de conflicto.

Ediciones Universidad de Salamanca / (€383

Sin embargo, un analisis de las politicas de
conflictos de interés en 63 revistas de bioética
mostré que solo el 19 % disponia de politicas
explicitas para editores; la mayoria se centraba
en autores, algunas en revisores, y confiaban casi
exclusivamente en la declaracion voluntaria sin
mecanismos claros de gestion o sancion [28].

Un analisis sistematico sobre la autopublica-
cién de editores revelé una gran heterogeneidad en
esta conducta, destacando la existencia de revistas
con elevados niveles de autopublicacion. Aunque la
evidencia sobre la falta de rigor en la revision es escasa,
se recomienda que los editores con mayor autoridad
se abstengan de publicar en sus propias revistas o
cumplan rigurosamente protocolos de transparencia y
recusacion total al gestionar sus propios trabajos [29].

Diversos ensayos criticos sefialan que los edito-
res constituyen un grupo reducido con vinculos
personales y profesionales estrechos, lo que podria
favorecer practicas como el amiguismo, el nepo-
tismo o la denominada corrupcién editorial en
ausencia de declaraciones ptblicas y detalladas de
conflictos de interés editoriales [30-34].

El acoso editorial hace referencia a los compor-
tamientos inapropiados de los editores, como
decisiones arbitrarias o la censura de trabajos disi-
dentes, lo que impacta negativamente la integridad
y la percepcion de justicia en el PE [35].

Se ha argumentado que tanto editoriales como
revistas legitimas podrian beneficiarse en términos
de prestigio y rentabilidad econémica a partir de
la publicacién de articulos errdéneos o incluso
fraudulentos, debido al impacto en citaciones,
suscripciones y tarifas por procesamiento de arti-
culos (APCs). Esta situacion puede generar incen-
tivos insuficientes para la retractacion de trabajos
problematicos [36].

5. TRANSPARENCIA, MODELOS DE REVISION
Y CIENCIA ABIERTA

El modelo de la RP (simple ciega -los revisores
conocen la identidad de los autores-, doble ciega -los
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revisores desconocen la identidad de los autores-,
abierta -revisores y autores conocen mutuamente
sus identidades-) y el grado de apertura (publicacion
de informes, firmas de revisores, disponibilidad de
datos y protocolos) dependen en gran medida de
decisiones editoriales y de sus editoriales comerciales
o sociedades cientificas [7, 26, 27, 37].

Editores de diferentes dreas valoran la RP doble
ciega como estandar ético ideal, pero con reservas
sobre su viabilidad practica. Otros prefieren la RP
simple ciega por motivos de eficiencia y de selecciéon
de revisores, pese al riesgo de sesgos por prestigio
institucional o geografico [3, 4, 37]. La adopcion
de modelos de revision abierta y de publicacién de
informes es desigual y a menudo condicionada por
consideraciones de reputacion, costes y demanda
percibida de autores y lectores [7, 26, 27].

Los principios de transparencia y mejores
practicas en la publicaciéon académica (Principles
of Transparency and Best Practice in Scholarly
Publishing) diseniados por organizaciones como
COPE (publicationethics.org), DOA]J (doaj.org),
OASPA (oaspa.org) y WAME (wame.org) [1] y
otros marcos recomiendan que las revistas detallen
quién toma las decisiones finales, qué se revisa
y bajo qué modelo, qué tiempos se manejan y
qué excepciones existen [27]. Al mismo tiempo,
analisis criticos advierten contra la excepciona-
lidad ética, referido a la proliferaciéon de normas
y sellos de buenas practicas que generan aparien-
cia de integridad sin garantias de cumplimiento
efectivo [34, 36].

6. DINAMICAS DE PODER, SESGO Y EQUIDAD

La literatura revisada nos orienta a que estamos
asistiendo a un giro importante de considerar a
los editores como arbitros mas o menos neutrales
a analizarlos como agentes con intereses, capaces
tanto de mitigar como de amplificar desigualdades
y sesgos [8, 10, 30, 31, 34-36, 38, 39].

A partir de lo expuesto concluimos que la
optimizacion del proceso de RP requiere no solo
fortalecer las competencias de los revisores, sino
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también incluir mejoras en el ejercicio de los edito-
res. Los hallazgos presentados no desacreditan el
sistema de RP y si ponen en tela de juicio la nocién
de que la solucién radica unicamente en disponer
de mejores revisores. La evidencia sugiere que la
estructura editorial —definida por quién toma
las decisiones, los incentivos que existen y los
mecanismos de control establecidos— resulta tan
relevante como la calidad de los informes externos.

DISCUSION Y PERSPECTIVAS

IMPLICACIONES PARA LA PRACTICA EDITORIAL Y
LA CONFIANZA PUBLICA

Cada decision editorial —rechazo inicial, elegir
determinados revisores, modular el tono de una carta
de decision, demorar o evitar una retractacion— tiene
consecuencias potenciales sobre qué evidencia se
incorpora a guias clinicas, metaanalisis o politicas
sanitarias. Escandalos como la publicacion y posterior
retractacion de estudios influyentes con fallos meto-
dologicos graves o datos dudosos han mostrado que
los errores editoriales no son meramente procedimen-
tales y que erosionan la confianza social en la ciencia
y en las instituciones biomédicas [22, 26, 36, 40].

Si los editores aspiran a mantener su papel
como custodios de la credibilidad cientifica, resulta
ineludible reforzar tanto su capacidad técnica como
su responsabilidad ética y social.

HACIA UNA FUNCION EDITORIAL BASADA EN DATOS

El analisis de datos generados por los propios
sistemas de gestion editorial (tiempos de decision,
patrones de invitacidn a revisores, tasas de rechazo
por tipo de estudio, distribucién geografica de
autores) abre la puerta a una verdadera ciencia
editorial, en la que las practicas editoriales se estu-
dien con el mismo rigor que se exige a los autores
(5,7, 41].

Estos datos podrian emplearse para:

o Detectar patrones de sesgo (por pais, institu-
cién, género, temitica).

Rev. ORL, 2026, 17, 1, 1-9
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o Evaluar el impacto de intervenciones (p. ej.,
formacién en riesgo de sesgo, cambios en
las instrucciones a revisores, adopcion de
revision abierta).

« Monitorizar coherencia y equidad entre editores
dentro de una misma revista o grupo editorial.

No obstante, el uso de herramientas algoritmicas
para apoyar decisiones (por ejemplo, en la seleccion
de revisores o el cribado inicial) debe ir acompariado
de salvaguardas que eviten codificar y amplificar
sesgos existentes, manteniendo siempre la responsa-
bilidad dltima bajo supervision humana [5, 18, 41].

PROFESIONALIZACION Y CERTIFICACION DE EDITORES

Sobre la base de marcos de competencias ya
existentes [2, 11-13], las sociedades cientificas
y asociaciones de editores podrian desarrollar
programas de formacion acreditados y certificacion
que incluyan, ademas de contenidos metodoldgicos
y de ética contenidos sobre:

o Reconocimiento y mitigacion de sesgos cogni-
tivos y estructurales.

o Gestion de conflictos de interés propios y
ajenos.

» Comunicacién transparente y constructiva
con autores y revisores.

o Manejo de conflictos de mala conducta y
quejas sobre el comportamiento editorial [20,
30, 31, 34, 35].

Tal profesionalizacion no eliminara completa-
mente las tensiones inherentes, pero puede reducir
la variabilidad entre revistas y dotar a los editores de
herramientas para ejercer sus funciones de forma
mas objetiva y responsable.

GESTION DE LOS CONFLICTOS DE INTERES (COI)
EDITORIALES

Los datos disponibles justifican adoptar
medidas mas objetivas y uniformes en materia de

Ediciones Universidad de Salamanca / (€383

COI editoriales que faciliten una infraestructura
de confianza, como pueden ser:

o Declaraciones publicas, detalladas y actualiza-
das de COI por parte de todos los miembros
del equipo editorial, accesibles desde la web
de la revista [28, 30-33].

« Protocolos transparentes y auditables para el
manejo de manuscritos enviados por editores
o miembros del consejo, que incluyan recu-
sacion total del autor-editor, designacion de
un editor externo independiente y, preferi-
blemente, publicacion de una nota sobre el
proceso seguido [28, 30-33].

« Mecanismos externos de supervision, ya sea
mediante drganos entre revistas o instancias
independientes, capaces de recibir y evaluar
quejas sobre comportamientos editoriales
abusivos o sistematicamente sesgados [30,
34, 36].

INTEGRACION DE COMPROMISOS DE DIVERSIDAD,
EQUIDAD E INCLUSION Y REVISION CRITICA DE
LOS CRITERIOS DE IMPACTO

Los compromisos recientes en materia de diver-
sidad, equidad e inclusion ofrecen un marco concreto
para revisar criterios tradicionales de interés para los
lectores o impacto cientifico, que en la practica han
funcionado a menudo como filtros de exclusién
para trabajos de regiones, instituciones o enfoques
menos hegemonicos [10, 38, 39]. La equidad debe
asumirse como dimension constitutiva de la calidad
y la integridad del corpus biomédico.

Acciones especificas bajo control editorial
incluyen:

o Diversificar consejos editoriales y paneles de
revisores en términos geograficos, de género,
etapa de carrera y orientacion metodologica.

« Monitorizar y publicar indicadores de diver-
sidad en autores, revisores y editores.

 Revisar politicas de adecuacion tematica que
puedan estar excluyendo sistematicamente
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problemas relevantes en contextos de renta
baja 0 media.

CONCLUSIONES

Los editores de revistas biomédicas tienen un
papel clave en la revisién por pares, aunque han
sido poco valorados.

Sus decisiones impactan significativamente, y
suelen operar sin criterios estandarizados ni meca-
nismos homogéneos de responsabilidad explicita.

Para mantener la legitimidad de la revision por
pares, es necesario exigir a los editores los mismos
estandares de transparencia y rigor que se aplican
a los estudios publicados.

La rendiciéon de cuentas es la obligacion de
cada participante en el proceso cientifico y edito-
rial de asumir la responsabilidad por sus acciones,
decisiones y contribuciones, garantizando transpa-
rencia, justificacion y trazabilidad, y aceptando las
consecuencias derivadas de posibles errores éticos,
metodoloégicos o procedimentales.

Es necesario definir y requerir una formacién
y certificacion profesional especifica para los edito-
res, asi como desarrollar sistemas para gestionar
conflictos de interés y las autopublicaciones.

Ademas, es necesario promover una ciencia
editorial fundamentada tanto en datos cuantitati-
vos como cualitativos, e integrar la transparencia,
la integridad y la diversidad como pilares de la
calidad editorial.

En sintesis, quienes supervisan la revisién por
pares también deben ser evaluados bajo criterios
basados en evidencia y gobernanza estructurada,
para asegurar procesos editoriales justos, transpa-
rentes y responsables.

Con estas intenciones iniciamos el nuevo afio
editorial y como siempre agradecemos a los autores,
revisores, editores y maquetadores su trabajo orien-
tado a facilitar la difusién de conocimiento en
el ambito de Revista ORL e invitamos a quienes
quieran colaborar a participar activamente en
este proyecto.
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RESUMEN: Introduccién y objetivo: Los potenciales evocados auditivos del tronco cerebral (PEATC)
permiten un estudio detallado de la funcién de la via auditiva comprendida entre el nervio auditivo
y el tronco del encéfalo. Se utilizan principalmente en la poblacion pediatrica. Para su realizacion, es
necesario que el paciente permanezca inmovil y relajado a fin de evitar distorsion en los resultados.
Clasicamente, en la poblacion pedidtrica se han llevado a cabo mediante suefio fisioldgico. No obstante,
al constatar la importancia de la tranquilidad del paciente de cara a la viabilidad de la prueba, no
siempre alcanzable en este grupo etario, se desarrollaron técnicas alternativas como son el empleo de
preparados con melatonina o la sedacion en el quirdfano. El objetivo principal del presente estudio
fue evaluar la eficacia de la melatonina para la sedacién durante los PEATC en pacientes pedidtricos
con sospecha de hipoacusia. Método: Se llevd a cabo un estudio observacional, descriptivo-analitico,
retrospectivo y longitudinal con pacientes pedidtricos en los que se realizaron PEATC bajo sedacion
con melatonina entre finales de 2021 y 2023. Resultados: Se incluyeron un total de 83 pacientes siendo
la edad media 2,7 + 1,48 afios, siendo un 69,9 % varones. En un 77,1 % se realizo la prueba debido a
la presencia de retraso del lenguaje. En un 33,7 % se realizaron como cribado auditivo en pacientes
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POTENCIALES EVOCADOS AUDITIVOS DE TRONCO CEREBRAL (PEATC) REALIZADOS BAJO SEDACION CON

MELATONINA
AvDIYUK A, HERRERA M, CRISTOBAL E ET AL.

con trastorno del espectro autista (TEA). El 96,4 % habia pasado el cribado auditivo neonatal. La
dosis total media del jarabe con melatonina administrado para realizar la prueba fue de 1,88 + 1,5 ml.
Ningun paciente presentd efectos adversos. Solo 8 pacientes (9,6 %) tuvieron que realizarse la prueba
posteriormente bajo sedacion profunda. Finalmente, un total de 6 pacientes (7,2 %) de la muestra
estudiada fueron diagnosticados de hipoacusia. Salvo el motivo para la realizacién de la prueba
(p<0,01) y el resultado del cribado auditivo (p=0,013), el resto de las variables no mostraron diferen-
cias estadisticamente significativas entre los pacientes con hipoacusia y aquellos que no la padecian.
Conclusiones: Los PEATC con melatonina suponen un método seguro y eficaz para el diagnostico de
hipoacusia en poblacion pediatrica.

PALABRAS CLAVE: potenciales evocados auditivos de tronco cerebral; PEATC; hipoacusia
infantil; melatonina

SUMMARY: Introduction and objective: Auditory brainstem response (ABR) testing allows for
a detailed study of the auditory pathway between the auditory nerve and the brainstem. It is mainly
used in pediatric populations. For a proper execution, it is necessary for the patient to remain still
and relaxed to avoid distortion of the results. Traditionally, in pediatric populations, this test has been
performed during physiological sleep. However, sometimes alternative techniques are required, such
as the use of melatonin-based preparations or sedation to carry out ABR in children. The main objec-
tive of this study was to evaluate the execution of ABR testing with melatonin in pediatric patients.
Method: An observational, descriptive-analytical, retrospective, and longitudinal study was conducted
with pediatric patients who underwent ABR testing under sedation with melatonin between 2021 and
2023. Results: A total of 83 patients were included, with a mean age of 2.7 + 1.48 years, and 69.9 %
were male. In 77.1 %, the test was performed due to the presence of language delay. In 33.7 % of cases,
hearing screening was performed in patients with autism spectrum disorder (ASD). 96.4 % passed the
neonatal hearing screening. The average total dose of melatonin syrup administered to perform the
test was 1.88 + 1.5 ml. No patients experienced adverse effects. Only 8 patients (9.6 %) had to undergo
ABR testing subsequently under deep sedation. Finally, a total of 6 patients (7.2 %) were diagnosed
with hearing loss. Except for the reason for conducting the test (p<0.01) and the auditory screening
result (p=0.013), the other variables showed no statistically significant differences between patients
with hearing loss and those without. Conclusions: ABR testing with melatonin is a safe and effective
method for diagnosing hearing loss in pediatric populations.

KEYWORDS: brainstem auditory evoked potentials; BAEP; pediatric hearing loss; melatonin

INTRODUCCION

En el paciente pediatrico es ampliamente
conocido el impacto negativo en el desarrollo del
lenguaje que pudiera venir condicionado por un
retraso en el diagnostico de la hipoacusia neonatal.
Dicha situacion genera una gran repercusion sobre
el desarrollo emocional, social y cognitivo del
paciente [1]. Asi mismo, es de gran importancia
teniendo en cuenta que la hipoacusia neonatal
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[12]

tiene una prevalencia de 1,5-6 casos por cada 1 000
nacidos vivos en Espaiia [2].

Los potenciales evocados auditivos del tronco
cerebral (PEATC) constituyen una forma de evalua-
cién objetiva y detallada de la funcién de la via
auditiva comprendida entre el nervio auditivo y el
tronco del encéfalo. Para ello, se estudia el umbral
auditivo en frecuencias comprendidas entre los
2000-8 000 dB HL en respuesta a estimulos sonoros
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tipo clic, analizando el registro de las cinco ondas
representativas de regiones concretas de la via
auditiva [3]. Una de sus principales ventajas reside
en la falta de necesidad de colaboracién por parte
del paciente. Se trata de una técnica principalmente
utilizada en poblacion pedidtrica, ademas de en
aquellos pacientes fuera de dicho periodo etario
que tengan algin problema a la hora de realizar una
audiometria tonal de manera colaborativa [4]. Para
la ejecucién de esta, es necesario que el paciente
permanezca inmévil y lo mas relajado posible con el
objetivo de evitar la generacion de interferencias y,
por tanto, la distorsion de los resultados del estudio
[5]. Clasicamente, en la poblacién pedidtrica, se ha
llevado a cabo intentando conseguir el suefio fisio-
légico. No obstante, al constatar la importancia de
la tranquilidad del paciente de cara a la viabilidad
de la prueba, no siempre alcanzable en pacientes
pedidtricos, se desarrollaron técnicas alternativas
para su realizacion como son el empleo de prepa-
rados con contenido en melatonina o el empleo de
sedacioén en el quiréfano [6].

La realizacién de dicha prueba mediante la
administracién de preparados con melatonina
permite la ejecucion de esta evitando los efectos
secundarios asociados al uso de medicacion sedante
empleada en el quiréfano como pueden ser la
presencia de vémitos, rash cutdneo o depresiéon
respiratoria, entre otros [5].

La melatonina es una hormona producida a
nivel de la glandula pineal y regula el ritmo circa-
diano a través de su efecto en el nicleo supraquias-
matico. En la poblacion pediatrica, su uso estd
extendido al tratamiento de distintos trastornos
neurolégicos, trastorno del espectro autista (TEA),
sindrome de la fase retardada del suefio y disom-
nias, entre otros [7, 8].

Diversos estudios han descrito su seguridad
durante la realizaciéon de procedimientos diag-
ndsticos tales como electroencefalograma (EEG)
o resonancia magnética nuclear (RM), ya que no
se han evidenciado efectos adversos asociados a
su empleo [6, 7].
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Asi mismo, el uso de dicha sustancia no genera
artefactos sobre las ondas obtenidas como resultado
tras la realizacion de los PEATC. Es por ello, que
se considera un método seguro y efectivo para el
estudio de hipoacusia en pacientes pedidtricos o
adultos no colaboradores [4, 9].

El objetivo principal del presente estudio fue
evaluar la eficacia de la melatonina para la sedacion
durante los PEATC en pacientes pedidtricos con
sospecha de hipoacusia.

MATERIAL Y METODO

Una vez aprobado por el Comité de Etica de la
Investigacién con Medicamentos (CEIm) de nuestro
hospital con codigo (25/16), se llevé a cabo un estudio
observacional, descriptivo-analitico, retrospectivo
con pacientes pediatricos sometidos en nuestro
centro a estudio auditivo mediante la realizacién de
PEATC previa administracion de melatonina ante
la sospecha de hipoacusia en el periodo de tiempo
comprendido entre finales de 2021 y 2023.

En cuanto a la dosis de dicho preparado,
se administraron a pacientes pedidtricos como
norma general 0,2 mg/kg, salvo en el caso de que
el paciente presentara TEA, administrandose 0,3
mg/kg. Los padres o tutores legales de los pacien-
tes firmaron un consentimiento informado con
anterioridad.

Como instrucciones previas, debian levantar
a su hijo a las 7:00 h, debiendo llegar despierto al
hospital 30 minutos antes de su cita a las 8:00h.
Asi mismo, debian traer de casa su desayuno
para tomarlo con la primera dosis del jarabe. El
paciente podia abandonar el hospital sin necesidad
de vigilancia especifica en el centro, debiendo estar
acompafado con un adulto responsable durante
las 5 horas posteriores y no pudiendo realizar
actividades cuyo estado de somnolencia supusiera
un riesgo para el paciente o los demas.

La prueba se realiz6 de manera ambulatoria,
en una sala insonorizada y aislada destinada para
ello en nuestro centro.
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En el caso de que los resultados no fueran
concluyentes tras un primer intento y, adminis-
trando para ello hasta dos dosis del jarabe con
melatonina separadas 20 minutos, se llevaba a
cabo un segundo PEATC, en la mayoria de las
ocasiones a los 2 meses del primero. Si la realiza-
cion de la prueba volvia a fracasar, se indicaba la
derivacion a otro centro para la ejecucion de esta
mediante sedacién en el quiréfano. La prueba
se consider6 como exitosa siempre y cuando se
pudiera completar el estudio del umbral auditivo
en todas las frecuencias evaluadas.

En todos los casos en los que se detectd hipoa-
cusia mediante PEATC, el estudio diagndstico se
complet6 con pruebas audioldgicas complementa-
rias. Ademas de las exploraciones objetivas, se reali-
zaron pruebas subjetivas conductuales apropiadas
para la edad, tales como audiometria verbal con
palabras sencillas. Asimismo, en todos estos pacien-
tes se llevo a cabo un estudio adicional mediante
Potenciales Evocados Auditivos de Estado Estable
(PEAEE), con el fin de obtener una estimacién mds
precisa de los umbrales tonales.

En la actualidad, en nuestro centro atin no se
encuentra instaurada la realizacion de PEAEE bajo
administracion de melatonina. La principal ventaja
del PEATC en nuestra préctica clinica radica en su
elevada reproducibilidad y estabilidad de regis-
tro. Dado que el equipo de PEATC disponible
presentaba problemas de descalibracion cuando
se trasladaba al quiréfano y ante la ausencia de
una UCI pediatrica en nuestro hospital, se inicié
la derivacion de pacientes pediatricos a un centro
especializado para la realizaciéon de PEATC con
melatonina en condiciones éptimas de sedacion
fisioldgica y seguridad clinica.

Los criterios de inclusion en el estudio esta-
blecidos fueron pacientes de edad pedidtrica con
sospecha de hipoacusia con imposibilidad para su
colaboracion en la realizacién de una audiometria
conductual y la realizacién de dicha prueba diag-
nodstica en nuestro centro.
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[14]

Para la consideracién de un PEATC como
patoldgico se aplicaron los criterios audiologicos
estandar, valorando de forma conjunta la morfologia
del trazado, el aumento de las latencias absolutas y
relativas, la conformacion de las diferentes ondas y
la coherencia en su secuencia. Aunque se empleo la
onda V como referencia principal debido a su elevada
estabilidad y reproducibilidad, su presencia o ausen-
cia no constituyd el inico parametro de anilisis. Se
registro la intensidad minima a la que emergfa, asi
como las variaciones de su latencia en funcién del
nivel de estimulo. Este abordaje permitié identificar
alteraciones compatibles con distintos grados de
hipoacusia y no unicamente con pérdidas profundas.

El andlisis de los datos obtenidos se llevé a
cabo empleando el programa estadistico SPSS. Se
realiz6 un analisis estadistico de variables demo-
graficas, asi como, del motivo para la realizacién
de la prueba, presencia de TEA, la superacion
de la prueba de cribado auditivo, la dosis total
administrada del preparado con melatonina y el
diagnostico de hipoacusia.

Con respecto al analisis descriptivo de las
variables cualitativas, se realizd la frecuencia abso-
luta y el porcentaje. Para el analisis descriptivo
de las variables cuantitativas, se empled la media
aritmética y la desviacion estdndar. Para deter-
minar la relacion existente entre el diagndstico
de hipoacusia y el resto de las variables, se llevo a
cabo un analisis bivariado. En el caso de que las
variables independientes fueran cualitativas, se
empled la prueba Chi cuadrado o la prueba exacta
de Fisher, al tratarse de pruebas no paramétricas y
al ser las muestras independientes. Para el anélisis
bivariado de las variables cuantitativas, se emple6
la prueba t de Student para muestras independien-
tes o la prueba U de Mann Whitney, en funcién
de que la variable siguiera o no una distribucién
normal, respectivamente.

Se consideré un resultado estadisticamente
significativo en el caso de que el p-valor obtenido
fuera menor de 0,05.
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RESULTADOS

Se incluyeron un total de 83 pacientes con
edades comprendidas entre 1 y 11 afios, siendo
la edad media 2,7 * 1,48 afios. Un 69,9 % de la
muestra estaba representada por varones. El motivo
por el cual se realizé esta prueba diagndstica con
mas frecuencia fue la presencia de retraso del
lenguaje, hallada en un 77,1 % de los casos. El
33,7 % de los pacientes incluidos presentaban TEA
dado que en su protocolo de seguimiento actual
se incluye un estudio auditivo. El 96,4 % pasé la
prueba de cribado auditivo neonatal. En cuanto ala
dosis total empleada del preparado con melatonina
para realizar la prueba, la media fue de 1,88 £ 1,5
ml (siendo el minimo empleado 1,1 ml). El tiempo
medio de latencia del suefio tras la administracién
de dicho jarabe fue de 32 + 10 minutos. La dura-
cién media del estudio fue de 45 + 18 minutos,
consiguiendo en la mayoria de los casos un suefio
de buena calidad y continuo. Sélo 8 pacientes (9,6
%) requirieron de la repeticion de la prueba bajo
sedacion profunda en un centro de referencia. Un
total de 6 pacientes (7,2 %) de la muestra estudiada
fueron diagnosticados de hipoacusia (Figura 1).

Las caracteristicas sociodemograficas tanto
de los pacientes que fueron diagnosticados de
hipoacusia como de aquellos que no lo fueron, se
muestran en la Tabla 1.

0.50 [u¥/div]

Al180HL

A2160HL

A3140HL
A4120HL

1.0 1.0 30 50 7.0 3.0
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[15]

Tabla 1. Caracteristicas sociodemograficas de los
pacientes incluidos en el estudio

Total Hipoacusia No
Variable (n=83) (n? 6) hipoacusia p-valor
a a (n=77)
0,
iﬁf’eﬁi W 25601%) | 4667%) | 21273%) 0064
) 58 (69.9%) | 2(33,3%) | 56(72,7 %) ’
Varones
Edadmedia |, 4e 134253 [ 2664139 | 0106
(afos + DE)

El grupo de pacientes con hipoacusia present6
un componente mayoritario de mujeres (66,7 %) y
la edad media fue de 3 + 2,53 ailos, todas ellas cifras
superiores al grupo de pacientes no diagnostica-
dos de hipoacusia. Dichas variables no mostraron
diferencias estadisticamente significativas.

Dentro del grupo de pacientes con hipoacusia,
los tres motivos mds frecuentes para la realizacion
de dicha prueba fueron la presencia de retraso del
lenguaje, sospecha de hipoacusia y pacientes que
no pasaron el cribado neonatal de hipoacusia, cada
una en un 33,3 % de los pacientes, respectivamente.
Un 66,7 % pasé dicho cribado auditivo y 2 pacientes
fueron diagnosticados de TEA (33,3 %), uno de ellos
posteriormente a la realizacion de la prueba auditiva.
Ninguna otra comorbilidad que pudiera dificultar la
realizacion del estudio y limitar la tasa de éxito en

0.50 [uv//div]

1.0 1.0 30 50 70 9.0
Figura 1. Resultado de los PEATC de un paciente diagnosticado de hipoacusia del oido derecho
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la obtencion de resultados fue descrita en el grupo
de pacientes estudiado. En cuanto a los aspectos
técnicos de la prueba diagndstica, la media de la
dosis total empleada fue de 2,33 + 0,755 ml, un 66,7
% se durmio en el primer intento, un 16,7 % de los
pacientes tuvo que repetir la prueba en una segunda
ocasion y un 16,7 % requirié de la realizacion de
la prueba bajo condiciones de sedacién (Tabla 2).

intranquilidad y movimiento constante, su estado
neuroldgico o la presencia de fiebre o fatiga, entre
otros. Asi mismo, varios artefactos pueden verse
registrados durante la realizacién de las pruebas
como son los movimientos oculares o los tics
corporales, entre otros. Por ello, es esencial un
conocimiento profundo de estas variables para
garantizar la validez diagndstica de la prueba [10].

Tabla 2. Caracteristicas de los pacientes diagnosticados de hipoacusia tras la realizacién de PEATC. PEATC: potenciales
evocados auditivos del tronco cerebral

Salvo el motivo para la realizacion de la prueba
(p<0,01) y el resultado del cribado auditivo neona-
tal (p=0,013), el resto de las variables no mostraron
diferencias estadisticamente significativas entre
los pacientes con hipoacusia y aquellos que no la
padecian. No se reportaron efectos adversos en los
pacientes debido a la administracion del preparado
con melatonina.

DISCUSION

Los PEATC suponen una herramienta objetiva
para confirmar la sospecha de hipoacusia [2]. Para
su realizacion, es preciso que el paciente perma-
nezca en reposo, ya que el movimiento y la agita-
ci6n alteran la calidad de los registros obtenidos
[5]. Existen varios aspectos clinicos que pueden
interferir en la interpretacion de los resultados
como son las posibles interferencias del entorno,
representadas fundamentalmente por el ruido, o
las caracteristicas del propio paciente como son su

Ediciones Universidad de Salamanca / (€383

[16]

Caso | Edad | Sexo | Motivo TEA | cribado auditivo | Repeticién prueba | Dosis total administrada (ml) | Derivado para sedacion
1 la |v no superd cribado | si no superado no 1,2 no

2 2a |m |sospechahipoacusia [no | superado no 3 si

3 8a |v sospecha hipoacusia | si superado no 32 no

4 2a |m | retraso lenguaje no | superado no 1,8 no

5 3m |m |nosuperdcribado |no | nosuperado no 22 no

6 2a |m | retraso lenguaje no |superado no 2,6 no

m: meses, a: aflos/ v: varon, m: mujer/ TEA: trastorno del espectro autista/ ml: mililitros

Existen varios métodos para facilitar la reali-
zacion de los PEATC en pacientes pediatricos o
no colaboradores. Entre ellos se incluyen el suefio
fisioldgico, el uso de melatonina o la sedacion
farmacoldgica, esta ultima comunmente realizada
en el quiréfano empleando para ello farmacos
como el hidrato de cloral, el propofol, pentobarbi-
tal rectal o ketamina, entre otros. Sin embargo, la
sedacion implica riesgos significativos, incluyendo
efectos secundarios como nauseas, vomitos, mareo,
letargia, e incluso complicaciones graves como
depresion respiratoria o fallecimiento [6, 11].

Por este motivo, se han explorado alterna-
tivas mas seguras y eficaces para su ejecucion,
como el empleo de melatonina. El estudio de
Seabra et al. evidencié una ausencia de efectos
adversos tras la administraciéon de 10 mg de
melatonina durante 28 dias en comparacién con
el grupo placebo [12]. Asi mismo, series como
las de Guerlain et al. respaldan su uso en pacien-
tes con trastornos del neurodesarrollo [13, 14].
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La eficacia de la melatonina ha sido comparable
ala de farmacos sedantes como el clorhidrato de
cloral, tal y como describen series como la de Hajij
et al. o Casteil et al [4, 5]. Y su aplicacién se ha
extendido a procedimientos como la resonancia
magnética nuclear o el electroencefalograma, tal
y como apuntan estudios como los de Picone et
al [15]. Incluso en modelos animales, como el
estudio de Revuelta et al. en ratas con encefalo-
patia hipoxico-isquémica, se ha observado un
efecto neuroprotector asociado a la melatonina,
con recuperacion de las latencias de las ondas en
PEATC y disminucion del dafio morfolégico en
el coliculo inferior [16].

El porcentaje de éxito para la realizacién de
la prueba de PEATC previa administracion de
melatonina es variable (65-87 %) [17]. Casteil et
al. describe una tasa de éxito en su realizacién en
un grupo conformado por 29 pacientes del 65 %
[4]. No obstante, dicha tasa es mayor en estudios
como el realizado por Hajij et al. o por Schmidt et
al,, en los que alcanzan un 83,3 % y 87 %, respec-
tivamente [5, 9].

Linnebjerg et al. realiz6 un estudio en el cual
comparé un grupo de 127 pacientes en los que se
realizaron PEATC o potenciales evocados auditi-
vos de estado estable (PEAee) frente a un grupo
control. El porcentaje de éxito obtenido fue de 71,7
%y 51,3 % respectivamente, constatando su mayor
eficacia para la consecucion de una prueba auditiva
realizada satisfactoriamente [18].

El grupo de Della Volpe et al. demostré la
superioridad de los preparados con melatonina,
triptéfano y vitamina B6 frente al uso de la mela-
tonina de manera aislada al reducir el nimero de
veces que debe ser repetida la prueba de los PEATC
[19]. En otro estudio llevado a cabo por el mismo
grupo de autores, incluso se apuntaba hacia el bene-
ficio de premedicar a los pacientes con una dosis
de 1,5 ml de Melamil Tripto® una semana antes de
realizar la prueba, ya que permite disminuir la dosis
necesaria a administrar inmediatamente antes de
la misma [20].

Ediciones Universidad de Salamanca / (€383
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Los datos del presente estudio son coherentes
con la literatura: se logré completar la prueba en
un primer intento en un 59 % de los pacientes,
aumentando a un 73,8 % tras un segundo intento.
Consiguiendo de esta manera que inicamente 8
pacientes (un 9,6 %) tuvieran que ser derivados para
sedacion profunda. Finalmente, 6 pacientes fueron
diagnosticados de hipoacusia, lo que supone un 7,2
% del total de la muestra y un 75 % de los pacientes
sometidos a sedacion. Estos resultados refuerzan
la recomendacién de realizar los PEATC en salas
insonorizadas y adaptadas, lo cual reduce el coste
econdmico y el impacto emocional para el paciente
y su familia, como también sugiere Casteil et al [4].

Entre las principales limitaciones del estudio
se encuentra su caracter descriptivo y la ausencia
de un grupo control, lo cual impide establecer
relaciones causales. Para confirmar la eficacia de
la melatonina en este contexto, serian necesarios
estudios con grupo control que permitieran obtener
conclusiones mas solidas y generalizables.

CONCLUSIONES

Los PEATC realizados bajo la administraciéon
de compuestos con melatonina suponen un método
seguro y eficaz para el diagnostico de hipoacusia en
la poblacién pediatrica. Esto permite la reduccion
del numero de pacientes que deben ser sometidos
a sedacion en condiciones controladas en el quir6-
fano para la ejecucion de la prueba.
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SUMMARY: Introduction and objective: To describe the prevalence of HPV in patients diagnosed
with oropharyngeal squamous cell carcinoma (OPSCC) in our institution over a 12-year period, and to
evaluate the evolution of diagnostic strategies before and after the implementation of the 8th edition of
the TNM classification. Method: We conducted a retrospective descriptive study of patients diagnosed
with OPSCC between March 2012 and March 2024. Clinical and demographic data were retrieved from
the institutional head and neck cancer registry. The primary outcome was HPV status, as determined by
either p16 immunohistochemistry (IHC) or HPV DNA PCR. Patients were stratified by diagnostic period
(pre-2018 vs. post-2018). Results: A total of 107 patients with confirmed squamous cell carcinoma were
included. HPV status was available in 81 cases. Overall, 43.2 % of tested patients were HPV-positive, with
similar prevalence before (43.3 %) and after (43.1 %) 2018. HPV-positive patients had a mean age of 64.13
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EPIDEMIOLOGICAL TRENDS AND DI1AGNOSTIC EVOLUTION OF HPV-RELATED OROPHARYNGEAL CANCER IN A

SPANISH TERTIARY CENTER: A 12-YEAR RETROSPECTIVE STUDY
GRANADOS SITGES J, GRANELL NAVARRO J, FERNANDEZ RASTRILLA ] ET AL.

years vs. 65.1 in HPV-negative patients (p = 0.71). No significant differences were found by sex. Diagnostic
strategies shifted from selective PCR testing to systematic p16 IHC after 2018. Discussion: Our study found
a markedly higher HPV-positive OPSCC rate (43.2 %) than earlier Spanish reports, likely influenced by
systematic p16 testing introduced after 2018. Prevalence remained stable despite methodological changes,
with tumor distribution and prognostic patterns consistent with international evidence. These results high-
light the need for standardized testing and future research in the Spanish context.

Conclusions: HPV-related OPSCC may be underrecognized in Spain. Despite methodological limita-
tions, this study suggests a higher prevalence than previously reported in national literature. The consistent
rates across both periods likely reflect diagnostic evolution rather than a true epidemiological increase.
Multicenter studies are needed to assess the clinical impact.

KEYWORDS: human papillomavirus; oropharyngeal cancer; p16; PCR; Spain; epidemiology

RESUMEN: Introduccién y objetivo: Describir la prevalencia del VPH en pacientes diagnosticados
de carcinoma escamoso de orofaringe (OPSCC) en nuestro centro a lo largo de un periodo de 12 anos, y
evaluar la evolucion de las estrategias diagnosticas antes y después de la implementacion de la 8.2 edicion
de la clasificacion TNM. Método: Se realizé un estudio descriptivo retrospectivo de pacientes diagnostica-
dos de OPSCC entre marzo de 2012 y marzo de 2024. Los datos clinicos y demogréficos se obtuvieron del
registro institucional de cancer de cabeza y cuello. La variable principal fue el estatus de VPH, determinado
mediante inmunohistoquimica de p16 (IHQ) o PCR de ADN de VPH. Los pacientes se estratificaron por
periodo diagndstico (pre-2018 vs. post-2018). Resultados: Se incluyeron 107 pacientes con carcinoma
escamoso confirmado. El estatus de VPH estuvo disponible en 81 casos. En conjunto, el 43,2 % de los
pacientes evaluados fueron VPH positivos, con una prevalencia similar antes (43,3 %) y después (43,1 %)
de 2018. Los pacientes VPH positivos presentaron una edad media de 64,1 afios frente a 65,1 en los VPH
negativos (p = 0,71). No se encontraron diferencias significativas por sexo. Las estrategias diagndsticas
evolucionaron de pruebas selectivas con PCR a la aplicacion sistematica de IHQ de p16 a partir de 2018.
Discusion: Nuestro estudio descubrié una tasa de OPSCC VPH positivo (43,2 %) notablemente superior
a la descrita previamente en Espaiia, probablemente influida por la introduccién de la determinacion
sistematica de p16 tras 2018. La prevalencia se mantuvo estable a pesar de los cambios metodoldgicos, con
una distribucion tumoral y un perfil pronéstico consistentes con la evidencia internacional. Estos hallazgos
subrayan la necesidad de protocolos diagnosticos estandarizados y de mds investigacion en el contexto
espanol. Conclusiones: E1 OPSCC relacionado con VPH podria estar infradiagnosticado en Espana. A
pesar de las limitaciones metodoldgicas, este estudio sugiere una prevalencia superior a la comunicada
previamente en la literatura nacional. La estabilidad de las tasas en ambos periodos probablemente refleja
la evolucién diagndstica mas que un incremento epidemioldgico real. Se requieren estudios multicéntricos
para evaluar el impacto clinico.

PALABRAS CLAVE: virus del papiloma humano; cancer orofaringe; p16; PCR; Espafa; epidemiologia

INTRODUCTION

Tobacco and alcohol are well-established risk
factors for head and neck cancers, accounting
for approximately 72 % of cases [1]. In recent
decades, high-risk human papillomavirus (HPV),
especially genotype 16, has emerged as a distinct
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etiological agent, particularly in oropharyngeal
squamous cell carcinoma (OPSCC) [2, 3]. As
tobacco consumption decreases, the incidence of
HPV-associated OPSCC continues to rise in many
regions, prompting major changes in diagnostic
and staging systems [4].
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In 2018, the 8th edition of the AJCC TNM
staging system was implemented, distinguishing
HPV-positive from HPV-negative tumours due to
their different biological behaviour and prognosis
[5]. This shift also emphasized the need for accurate
HPV detection methods.

The gold standard for identifying transcrip-
tionally active HPV infection is detection of E6/
E7 mRNA [6], but this is impractical for routine
use. Instead, p16 immunohistochemistry (IHC) has
become the standard surrogate marker due to its
high sensitivity, cost-effectiveness, and applicability
to formalin-fixed samples [7]. PCR remains useful
for genotyping but may detect incidental infections.
Discordance between PCR and p16 results has
clinical implications, particularly when considering
treatment de-intensification [8].

While HPV-related OPSCC is well documented
in Northern Europe and North America (30-70 %
prevalence) [9], its epidemiology in Southern Europe,
including Spain, is less clear. Previous Spanish studies
have reported prevalences ranging from 1.8 % to 7.4
% [10, 11], but these estimates are outdated or based
on limited methodology.

This study aims to assess HPV prevalence in
OPSCC over a 12-year period at a Spanish tertiary
hospital and to describe how diagnostic practices
evolved during the transition from TNM-7 to
TNM-8.

MATERIAL AND METHODS

We conducted a retrospective observational
study including all patients diagnosed with OPSCC
between March 2012 and March 2024. Data were
retrieved from the hospital’s head and neck tumor
registry. Patients with non-squamous histologies
were excluded.

For each case, we recorded age, sex, tumor
subsite, histological grade, and HPV status. Patients
were grouped by period of diagnosis: early (2012-
2017) and late (2018-2024), using the official imple-
mentation of TNM-8 as the cut-off.

Salamanca University Press / [SroIete)

[23]

HPYV detection methods varied over time. In
early years, PCR on pharyngeal swabs was selec-
tively performed in cases with clinical suspicion
of HPV positivity (younger, non-smokers). From
2015, p16 IHC was introduced and became routine
from 2018. When possible, p16 testing was retro-
spectively applied to archived tissue. In cases with
discordant results (e.g., PCR+/p16-), classification
was based on p16 per-CAP guidelines [7].

Descriptive statistics were calculated with
Python. Means and standard deviations were
used for continuous variables, with t-tests for
comparisons. Categorical data were analyzed using
proportions and chi-square tests. No multivariable
analysis was performed.

RESULTS

A total of 107 patients diagnosed with oropha-
ryngeal squamous cell carcinoma between January
2011, and January 2023 were included in this retro-
spective study. The majority were male (85.0 %), with
a mean age at diagnosis of 63.0 years (SD *10.5).
The most frequent anatomical subsite affected was
the palatine tonsil, followed by the base of tongue
and other locations within the oropharynx.

Among all patients, HPV status was deter-
mined by p16 immunohistochemistry (IHC) in 94
cases (87.9 %). Of these, 41 patients (43.6 %) were
classified as HPV-positive based on diffuse nuclear
and cytoplasmic staining in 270 % of tumor cells.
The remaining 53 cases (56.4 %) were considered
HPV-negative due to absent or focal p16 expres-
sion. In a small subset of 13 cases (12.1 %), HPV
status could not be established due to insufficient
or unavailable tissue samples.

When comparing the mean age between
HPV-positive and HPV-negative patients, a statisti-
cally significant difference was observed: HPV-pos-
itive patients had a lower mean age (61.4 years; SD
19.1) compared to HPV-negative patients (66.1
years; SD +10.2), with a p-value of 0.019 using a
two-sample t-test (Table 1).
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Table 1. Clinical characteristics by period and HPV status

Table 2. HPV Results by Period and TNM Edition

HPYV Status Period N Mean Age
HPV+ 2011-2017 21 61.4
HPV- 2011-2017 19 64.9
HPV+ 2018-2023 20 61.4
HPV- 2018-2023 34 66.1

To explore the temporal distribution of
HPV-related diagnoses, the cohort was divided
into two periods based on the publication of the
8th edition of the AJCC TNM classification in
2018. Between 2011 and 2017, 40 patients were
diagnosed, of whom 21 were HPV-positive (52.5
%). In contrast, from 2018 to 2023, 54 patients
were diagnosed, of whom 20 were HPV-positive
(37.0 %). Although the observed decrease in HPV
prevalence between both periods did not reach
statistical significance (p=0.153, chi-square test),
the trend suggests a possible shift in diagnostic
criteria or sampling bias in earlier years.

Importantly, the cases diagnosed before 2018
were more likely to have undergone p16 IHC only
when HPV infection was clinically suspected, poten-
tially introducing selection bias. From 2018 onward,
p16 testing became routine for all oropharyngeal
carcinomas in the institution, in alignment with
updated staging guidelines. This change in diagnostic
protocol may explain the relatively higher proportion
of HPV-positive cases in the earlier period (Table 2).

These results suggest that HPV-associated
oropharyngeal carcinoma represents a substantial
proportion of cases in this cohort, particularly
among younger patients, and highlight the impor-
tance of standardized HPV testing protocols to
ensure accurate staging and prognosis.

DISCUSSION

Our HPV-positive rate of 43.2 % is significantly
higher than the 7.4 % reported by Taberna et al.
[11] and far exceeds the 1.8-6.1 % range from
earlier Spanish studies [10]. These findings suggest
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Period TNM Total HPV- HPV-
edition Cases positive positive
cases (%)
2011-2017 | 7th edition 40 21 52.5
2018-2023 | 8th edition 54 20 37.0

a potential regional increase or reflect the effects of
more systematic HPV testing, especially after 2018.

Although the prevalence remained stable
across both periods, the methodology changed
substantially. Before 2018, testing was selective
and likely introduced a bias toward HPV+ patients.
The similar HPV rate after adopting systematic p16
testing supports this hypothesis.

Age and sex differences between HPV+ and
HPV- groups were minor. Although a statistically
significant age difference was found in the late
period, it may not be clinically meaningful. The
use of PCR on swabs in early years represents a
limitation. This method is not validated for OPC,
and although only used in a small subset, those
cases were excluded from the final HPV analysis.
The predominance of tumors in lymphoid-rich
sites (tonsil and base of tongue) and the observed
HPV rates are consistent with international patterns
[12, 13]. Our findings also align with literature
describing better prognosis in HPV+ OPSCC [14].
While we did not assess treatment outcomes or
vaccination status, our results provide a foundation
for future studies on HPV-related OPC in Spain.

CONCLUSIONS

This study demonstrates a relatively high prev-
alence of HPV-associated OPSCC in a Spanish
tertiary hospital. The consistency of this rate over
12 years suggests a stable burden, with improved
detection through standardized p16 IHC. Multi-
center prospective studies are needed to confirm
these findings and assess their clinical implications
in Spain.
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RESUMEN: Introduccién y objetivo: El hemangioma timpdnico es un tumor poco frecuente de diag-
ndstico complejo y tratamiento no estandarizado. El objetivo de esta revision sistematica de la literatura es
el de recabar la mayor informacion posible disponible en la literatura, para analizar el manejo diagndstico
(centrado en las pruebas de imagen solicitadas) y terapéutico (centrado en el abordaje quirtrgico llevado
a cabo) de estos tumores.

Método: Mediante una bisqueda bibliografica avanzada, se recogieron casos de hemangioma timpanico
publicados entre 1972y 2025. Se incluyeron articulos formato caso clinico o series de casos, con diagnostico
confirmado de hemangioma y especificacion de la afectacion de la membrana timpanica. Se excluyeron
aquellos articulos en cuyos casos, el tumor de oido no afectase a la membrana timpénica.

Resultados: Se incluyeron 21 articulos, con un total de 22 casos de hemangioma timpanico. En 7 de
ellos no se solicité ninguna prueba de imagen. En 15 de solicité como prueba de imagen de estudio la
Tomografia Axial Computerizada (TAC), y en 4 de ellos, ademds, se solicité una Resonancia Magnética
(RM) complementaria (nunca se solicité una RM como prueba tinica). En cuanto al tratamiento, en 1 caso
se opt6 por la Radioterapia, y en otro caso el paciente se negd a someterse a una intervencion quirurgica.
En los otros 20 casos se intervino al paciente de forma quirdrgica.
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Discusién: En cuanto a las pruebas radioldgicas, la TAC ha demostrado ser una prueba radiologica
adecuada para la mayoria de los casos: describe con precision el tamafio y extension del hemangioma, y
evaltia la presencia de destruccion dsea. Sin embargo, en lesiones que afectan a oido medio, los datos muestran
la conveniencia de solicitar a su vez una RM, ya que esta puede aportar mas detalles sobre la consistencia
de la lesién, su contenido, y la relacion con el nervio facial. En lo referente al tratamiento, parece que hay
concordancia en adoptar una actitud activa, con extirpacién de la masa y envio para analisis histolégico
en diferido en la mayoria de los casos. En cuanto al abordaje quirurgico, queda a decision del cirujano, en
funcidn de la localizacion, extension e invasion del tumor.

Conclusiones: Queda patente la necesidad de un protocolo concordado de actuacién en cuanto a la
peticion de pruebas de imagen y actitud en el tratamiento de los hemangiomas timpénicos, pero gracias a
la bibliografia disponible, la TAC es la prueba mas solicitada por ofrecer informacion practica y detallada
de las caracteristicas del tumor, algo util de cara a la intervencion quirurgica, que es la actitud terapéutica
mas extendida en los casos en los que el paciente estd de acuerdo con ella.

PALABRAS CLAVE: hemangioma; membrana timpdnica; abordaje quirtrgico; prueba de imagen

SUMMARY: Introduction and Objective: Tympanic hemangioma is a rare tumor with a complex diag-
nosis and non-standardized treatment. The aim of this systematic review of the literature is to gather as much
available information as possible in order to analyze the diagnostic approach (focusing on imaging studies
performed) and therapeutic management (focusing on the surgical approaches undertaken) of these tumors.

Method: performing an advanced bibliographic search, cases of tympanic hemangioma published
between 1972 and 2025 were collected. Articles in the form of case reports or case series with a confirmed
diagnosis of hemangioma and specification of tympanic membrane involvement were included. Articles
describing ear tumors without tympanic membrane involvement were excluded.

Results: Twenty-one articles were included, reporting a total of 22 cases of tympanic hemangioma. In
7 cases, no imaging tests were performed. In 15 cases, Computed Tomography (CT) was requested as the
imaging modality, and in 4 of these, an additional Magnetic Resonance Imaging (MRI) study was perfor-
med (MRI was never requested as the sole imaging test). Regarding treatment, in 1 case Radiotherapy
was chosen, and in another, the patient refused surgical intervention. In the remaining 20 cases, patients
underwent surgical treatment.

Discussion: respecting imaging, CT has demonstrated being an appropriate radiological test for most
cases: it accurately describes the size and extent of the hemangioma and assesses the presence of bone
destruction. However, in lesions involving the middle ear, data reveals the convenience of also requesting an
MRY, as it may provide further details regarding the consistency of the lesion, its content, and its relationship
with the facial nerve. In terms of treatment, there seems to be consensus on adopting an active approach,
with mass excision and subsequent histological analysis in most cases. The choice of surgical approach is
left to the surgeon’s discretion, depending on the tumor’s location, extent, and degree of invasion.

Conclusions: There is a clear need for a standardized management protocol regarding the request
for imaging studies and treatment strategies for tympanic hemangioma. However, based on the available
literature, CT is the most frequently requested test, as it provides practical and detailed information on the
tumor’s characteristics—information that is useful for surgical planning, which remains the most common
therapeutic approach in cases where the patient agrees to it.

KEYWORDS: hemangioma; tympanic membrane; surgical approach; imaging study
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INTRODUCCION

Se sabe que el hemangioma timpanico es un
tumor benigno, de estirpe vascular y que, pese a
presentarse con frecuencia en el area de cabeza y
cuello, es raro que afecte al oido y sus estructuras.
En caso de hacerlo, puede afectar al conducto
auditivo externo, al oido medio, hueso temporal,
y/o conducto auditivo interno [1]. Su presentacion
es muy variable, y el diagnéstico complejo. Ademas
de una anamnesis y exploracion detalladas, se hacen
necesarias una serie de pruebas complementarias
que apoyen el diagndstico, y ayuden a planificar la
cirugia en caso de que esta fuese necesaria [1, 2].
Suelen realizarse pruebas audiolégicas funcionales
(como la audiometria tonal o la impedanciometria),
y pruebas radioldgicas. La solicitud de estas ultimas
queda al criterio del médico responsable, sin existir
unos criterios objetivos claros [3].

En relacion con el tratamiento, practicamente
en la totalidad de los casos se practica cirugia de
reseccion del tumor, que busca solucionar la clinica
del paciente, asi como llegar a un diagnoéstico defi-
nitivo, que se suele alcanzar unicamente a través
del examen histoldgico [3, 4].

El subgrupo de hemangiomas de oido medio
(y en concreto los que afectan a la membrana
timpanica), representan un reto diagnostico y
terapéutico importante. Su manejo, tanto diag-
nostico como terapéutico es variable en funciéon
del paciente (sobre todo de su edad y sintomato-
logia), del tumor (tamaifio, extension, afectacion
de estructuras nobles), y de cada especialista
responsable, lo que no asegura la uniformidad
y seguridad de este. El objetivo de esta revision
es el de analizar el manejo de los hemangiomas
timpanicos. Se pretende recoger toda la informa-
cion disponible en la literatura relativa a: solicitud
de pruebas de imagen y cuales especificamente,
asi como el tratamiento quirdrgico concreto en
cada caso [1-5] buscando un posible patréon o
criterio de solicitud de pruebas o de eleccion del
abordaje quirurgico.
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[29]

MATERIAL Y METODO

Se llevé a cabo una revision sistematica de la
literatura de caracter cualitativo y narrativo. Los
criterios de inclusion en esta revision fueron los
siguientes: (1.°) articulos formato caso clinico o
series de casos, con casos originales, no repeti-
dos o tomados de otros autores; (2.°) diagndstico
confirmado de hemangioma; (3.°): especificaciéon
de la afectacion de la membrana timpénica por el
hemangioma. Se incluyeron articulos sin restriccién
en cuanto a fecha de publicacion, ni idioma. Se exclu-
yeron aquellos articulos en cuyos casos, el tumor de
oido no afectase a la membrana timpdnica (tumores
selectivos de oido externo, oido interno o de oido
medio sin afectacion de la membrana timpdnica).

Partiendo de un articulo de Marzougi et al. [1],
se realizo una busqueda en las plataformas de base
de datos PubMed, Cochrane y Scopus para llevar
a cabo una actualizacién de la bibliografia en los
respectivo a hemangiomas timpanicos.

Las busquedas incluyeron los términos:
("tympanic hemangioma"[Title/ Abstract]) OR
("tympanic membrane hemangioma"[Title/
Abstract]) AND ("case report"[Title/Abstract]
OR "case series"[Title/Abstract] OR "literature
review” [Title/Abstract]). La altima bisqueda se
llevé a cabo en junio del afio 2025.

Tres autores analizaron los articulos disponi-
bles, decidiendo su cumplimiento o no de criterios
de inclusion en la revision. La seleccién se llevo a
cabo de forma independiente, y las discrepancias
se resolvieron por consenso. No se utilizaron herra-
mientas de automatizacion durante el proceso de
seleccion de articulos.

La extraccion de datos fue llevada a cabo por
dos autores, que trabajaron de forma independiente
y cada uno de ellos extrajo los datos de todos los
articulos incluidos en la revision. Las discrepan-
cias en cuanto a la extraccion de dichos datos se
resolvieron por consenso.

Se extrajeron datos sobre la epidemiologia de
los pacientes, las pruebas radioldgicas solicitadas
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en cada caso (con justificacion en caso de aportarla
los autores) y el abordaje y técnica quirtrgicas (con
justificacién en caso de aportarla los autores).

El riesgo de sesgo en cuanto a los articulos
incluidos no se evalud, al no ser el objetivo de la
revision medir los resultados clinicos en funcién
de las pruebas solicitadas o intervencién quirurgica
llevada a cabo. Esta revision pretende analizar la
metodologia adoptada en el manejo de cada caso
de hemangioma timpadnico, sin medir el efecto de
ella en los resultados.

En cuanto al desarrollo estructural de la
revision, se utilizo la herramienta EQUATOR,
completando su checklist para revisiones sistemd-
ticas, que sigue las directrices del grupo PRISMA
(Preferred Reporting Items for Systematic Reviews
and Meta-Analyses).

RESULTADOS

Marzougi et al. [1] recogen 31 casos de heman-
giomas de oido (30 articulos, 29 formato caso
clinico tnico (incluyendo el suyo propio), y 1 en
formato serie de casos incluyendo dos casos). La
busqueda de actualizacién encontré otros 8 articu-
los mas (todos ellos formato caso clinico). Asi, se
obtuvo un total de 39 casos clinicos de hemangioma
de oido, incluidos en 38 articulos en total. De este
total, todos cumplian los dos primeros criterios
de inclusion. Se excluyeron 17 casos clinicos por
no cumplir el tercer criterio de inclusion, al no
afectar el hemangioma a la membrana timpaénica,
o no especificarse dicha afectacion (por afectacion
selectiva del oido externo en la mayoria de ellos).
Los casos clinicos publicados por Reeck et al.,
Rutherford et al. y Covelli et al. son algunos de
esos ejemplos [24-26].

Esta seleccion de articulos, partiendo de los
resultados de la busqueda inicial, queda detallada en
un diagrama de flujo PRISMA 2020 [6] (Figura 1).

Quedaron de esta manera seleccionados 21
articulos, y un total de 22 casos de hemangioma
timpanico. Se elabor6 una tabla, inlcuyendo datos
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de los autores, aio de publicacion del caso clinico,
motivo de consulta, asi como los datos objetivo de
la revision (especificados en el apartado material y
método) (Tabla 1, Anexo 1).

Del total de los 22 casos, en 7 de ellos no se
solicit ninguna prueba de imagen. En 15 se solicitd
como prueba de imagen de estudio la Tomogra-
tia Axial Computerizada (TAC), y en 4 de ellos,
ademas, se solicité una Resonancia Magnética
(RM) complementaria (nunca se solicité una RM
como prueba tnica).

En cuanto al tratamiento, en 1 caso se opt6
por la Radioterapia, y en otro caso el paciente se
negd a someterse a una intervencion quirurgica.
En los otros 20 casos se llevo a cabo una cirugia
para extirpacion del hemangioma. En 14 de ellos
se opto por un abordaje transcanal con microsco-
pio. En 5 de ellos, el abordaje para la reseccion del
tumor fue retroauricular, acompafiandose de una
mastoidectomia en 3 de ellos. Y hubo en 1 caso en
el que el abordaje fue transcanal con endoscopio.

DISCUSION

PRUEBAS RADIOLOGICAS

En la Tabla 1 (Anexo 1), puede observarse
como hasta 1999, la mayoria de los cirujanos no
solicitaban ninguna prueba de imagen para el
estudio de la masa. Sélo Balkany et al [7] solicita
una TAC pefiascos. Aunque en dicho articulo
no especifican la razén de la solicitud, su actitud
expectante inicial en cuanto al tratamiento del
hemangioma, e interés en conocer para ello su
extension e invasion podria justificarla.

A partir de 2001, todos los autores reflejan la
solicitud de una o varias pruebas de imagen para el
estudio de los hemangiomas. Todos ellos solicitan
una TAC de pefiascos. 4 de ellos, ademds, asocian
RM complementaria: Bijelic et al [14] justifican la
solicitud de la TAC para conocer la extension de la
masa y planificar la cirugfa, y dejan reflejado como
ellos no solicitaron la RM. Se trataba de un estudio
radiolégico realizado varios aios antes del estudio

Rev. ORL, 2026, 17, 1, 27-36



MANEJO DEL HEMANGIOMA TIMPANICO. REVISION SISTEMATICA

BEDIA-GARCiA ], CORDERO-CIVANTOS C, PEREZ-SAEZ | ET AL

f=
0
= Articulos obtenidos desde:
g‘:’ - Bases de datos: (n=38)
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Articulos encontrados
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g Articulos incluidos en revision
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Articulos retirados del proceso de
seleccion:

- Retirados por duplicidad: (n=0)

- Retirados mediante herramientas
automaticas de seleccién: (n=0)

- Retirados por otras razones (n=0)

Articulos excluidos
(n=0)

Articulos no recuperados
(n=0)

Articulos no seleccionados como
elegibles (n=17):

El hemangioma no afectaba a
la membrana timpénica, o dicha
afectacién no se especificaba

Figura 1. Diagrama de flujo PRISMA 2020 para nuevas revisiones sistematicas donde se detalla la seleccion de articulos

desde su busqueda hasta su inclusion en la revision

del hemangioma, que no presentaba hallazgos en
oido, pero si un depdsito de hemosiderina en un
pedunculo cerebral, que ellos acuiian como signo
probable de sangrado de otro angioma; Por su parte,
Magliulo et al. [17] solicitan ambas pruebas con la

intencion expresa de evaluar la calidad de ambas
para el estudio del hemangioma. Concluyen que la
TAC delimita mejor la tumoracion y su extension
en comparacién con la RM; Spector et al [20] no
justifican la peticién de sus pruebas de imagen;
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Mientras, Odat et al [21] especifican que la soli-
citud de la RM se basa en su interés por conocer
la afectacion de oido medio y probable cercania o
invasion del nervio facial (el hemangioma expuesto
en su caso, invade el atico y alcanza la altura de la
segunda porcién del facial, sin evidencias en la
TAC de erosién dsea).

De esta forma, parece que la TAC es una
prueba radioldgica adecuada para la mayoria de
los casos: describe con precision el tamafio y exten-
si6n del hemangioma, y evaltia la presencia o no de
destruccién 6sea [3, 17]. Sin embargo, en lesiones
que afectan a oido medio, parece conveniente soli-
citar a su vez una RM, ya que esta puede aportar
mas detalles sobre la consistencia de la lesion,
su contenido, y la relacion con el nervio facial
[21]. Aunque ninguno de los autores las solicita,
la peticion de pruebas angioldgicas podria ser util
en lesiones de gran extension, en las que se prevea
un sangrado abundante [17].

ABORDAJES QUIRURGICOS

Parece que hay concordancia en la actitud tera-
péutica frente a los hemangiomas timpanicos. De
los 22 casos, la gran mayoria deciden adoptar una
actitud activa, con extirpacion de la masa y envio
para analisis histoldgico en diferido. [2-3, 8, 11] El
diagndstico definitivo de hemangioma timpanico se
obtiene mediante andlisis microscopico. A través de
la exploracion y pruebas de imagen sélo es posible
sospecharlo, y el diagndstico diferencial es amplio
[1, 4-5]. Crowson et al. [22] resaltan, que, dada la
infrecuencia de los hemangiomas timpénicos, tanto
desde el punto de vista de confirmar el diagnético,
como de descartar otros mas probables, la reseccion
quirdrgica parece la opcién mas aconsejable. Hay
otros casos en los que la actitud terapéutica no se
justifica, a pesar de que el paciente que consulta,
acude asintomatico. [6-7, 11-12].

El abordaje mas comun es el transcanal con
microscopio, sin justificar la mayoria de autores
el porqué de elegir ese abordaje sobre los demads
[6, 8, 10-11]. Muchos practican reseccidn sin
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reconstruccion, y hay otros que reconstruyen la
membrana timpdnica en caso de dafio de esta,
cosa que si suelen detallar [3, 14]. Los abordajes
retroauriculares son los menos [9, 18-19, 21-22],
y solamente Odat et al. [21] justifican la elecciéon
del abordaje, y la practica de una mastoidectomia
(debido a la afectacion extensa de oido medio y la
cercania del tumor al nervio facial).

Conviene recordar que la actitud expectante
siempre es una opcion [15]. Balkany et al. [7] toman
en un primer momento. La justifican en la asinto-
matologia del paciente y el tamarfio y escasa exten-
sién del tumor. A los 18 meses, el tumor duplico su
tamaiio, por lo que decidieron extirparlo mediante
un abordaje transcanal con microscopio.

Como singularidad, un paciente fue tratado
con radioterapia, con buenos resultados a los
5 afos [16]. Hay, hoy en dia, grupos que siguen
trabajando en alternativas de tratamiento, entre las
que se encuentra la radioterapia, pero estas ain se
encuentran en fase experimental [1].

Huang et al [5] utilizaron un endoscopio de
oido para resecar el hemangioma. En comparacion
con la vision microscopica, se sabe que la vision
endoscopica proporciona una mayor calidad de
imagen, una visién espacial de mayor amplitud
y es menos invasiva. Es por ello que comienza a
ganar popularidad entre los cirujanos para cirugias
de esta indole.

Por supuesto, debemos destacar la importancia
de la sintonia entre la actitud planteada por el ciru-
jano, y la deseada por el paciente. Sin el deseo de
este de ser intervenido, nada de los anteriormente
mencionado puede llevarse a cabo [13].

LIMITACIONES

La revision de Marzougqi et al. [1] que se toma
como referencia, es una revision comprensiva de
la literatura, no una revision sistematica. Esto
podria haber dejado ciertos articulos previos a
2020 sin incluir. Por el contrario, el basarnos en esta
revisién permite encontrar articulos que incluyen

Rev. ORL, 2026, 17, 1, 27-36



MANEJO DEL HEMANGIOMA TIMPANICO. REVISION SISTEMATICA
BEDIA-GARCiA ], CORDERO-CIVANTOS C, PEREZ-SAEZ ] ET AL

casos de hemangioma timpanico, pero que estan
codificados como tumores del conducto auditivo
externo, por lo que en ese sentido que la revision
sea comprensiva y algo mas laxa, es beneficioso. Por
otra parte, hay muchos autores que no especifican
la solicitud o no de pruebas de imagen [11-13], e
igualmente bastantes de los que si lo especifican,
no justifican el porqué de esa solicitud [16, 19-20].
Ademas, hay también muchos autores que no deta-
llan la cirugia que realizan en su correspondiente
caso, ni justifican el abordaje utilizado. Esto, es
en parte debido a que todos los articulos que se
incluyen cuya fecha de publicacion es anterior a
1983 [6-9] no pueden visualizarse en formato de
texto completo. Otra limitacidn reside en la no
aplicacion de herramientas de evaluacion de sesgo
cuantitativo. Como justificacion, el objetivo de la
revisién era exploratorio o de mapeo, més que de
evaluacion de la calidad comparativa de los estu-
dios. A su vez, muchos estudios no ofrecian datos
suficientes sobre su metodologia o variables, y en
los casos en los que si se incluian, dichos datos no
eran numéricos o cuantitativos, si no cualitativos.
Todo ello, dificulta alcanzar el objetivo propuesto
de recabar la mayor informacion posible a cerca del
manejo de los hemangiomas timpdnicos.

CONCLUSIONES

En cuanto al manejo de los hemangiomas
timpanicos, no existe un protocolo claro de actua-
cién en cuanto a la peticion de pruebas de imagen o
actitud en el tratamiento, pero gracias a la bibliogra-
tia disponible, existen ejemplos en los que fijarnos,
y que pueden orientar nuestra practica clinica,
adecudndola lo maximo posible a las necesidades
del paciente y las caracteristicas del tumor.
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RESUMEN: Introduccién: El rabdomiosarcoma nasal (RMS) es una neoplasia maligna poco frecuente
en adultos, representando menos del 1% de los sarcomas en esta poblacion. Este tumor, derivado de
células precursoras del musculo estriado, plantea importantes desafios diagndsticos y terapéuticos debido
a la compleja anatomia de la cavidad nasal y su proximidad a estructuras vitales. Objetivos: Analizar el
manejo del rabdomiosarcoma nasal en adultos, enfocandose en los subtipos histologicos mas frecuentes,
caracteristicas clinicas, modalidades terapéuticas, factores prondsticos clave y dreas de investigacion
futura para mejorar el tratamiento. Material y métodos: Se realiz6 una revision sistemética en PubMed,
MEDLINE, Cochrane Library y Scopus, incluyendo todos los estudios publicados en inglés o espaiiol
entre 2016 y 2024. Resultados: La distribucién de los subtipos histoldgicos fue heterogénea entre estu-
dios; en analisis poblacionales amplios el subtipo pleomdrfico fue el mas frecuente en adultos, mientras
que en series institucionales se observaron proporciones variables de subtipos alveolar y embrionario.
El diagnostico se realiza tipicamente en estadios avanzados debido a la inespecificidad clinica inicial. El
tratamiento multimodal, que combina cirugia, quimioterapia y radioterapia, fue el enfoque predominante.
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RABDOMIOSARCOMA NASAL: ESTRATEGIAS TERAPEUTICAS Y FACTORES PRONOSTICOS. UNA REVISION SISTEMATICA
REDONDO-BENAVENTE ] C., VERGE-GONZALEZ ] C., SANZ-SANCHEZ C I ET AL

La cirugia endoscopica mostré resultados prometedores en tumores resecables, con tasas de control local
mejoradas. Sin embargo, los regimenes de quimioterapia presentaron una eficacia limitada en adultos en
comparacion con la poblacion pediatrica. La radioterapia con protones emergié como una opcion en casos
con compromiso anatémico critico. Por otro lado, la inmunoterapia, particularmente con inhibidores de
PD-L1, demostrd potencial en casos seleccionados. Los factores pronésticos identificados incluyeron la
histologia tumoral, la invasién local, los margenes quirtrgicos y la presencia de alteraciones moleculares
como la fusion PAX-FOXO1. Conclusiones: El manejo del RMS nasal en adultos requiere un enfoque
personalizado, dada la agresividad del subtipo alveolar y la baja respuesta a las terapias convencionales.
La terapia con protones y la inmunoterapia son estrategias prometedoras, pero se necesitan mas estudios
para evaluar su eficacia a largo plazo. Las futuras investigaciones deben centrarse en una mejor caracte-
rizaciéon molecular y en la realizacion de ensayos clinicos multicéntricos para optimizar los protocolos
de tratamiento.

PALABRAS CLAVE: rabdomiosarcoma nasal; RMS sinonasal; rabdomiosarcoma alveolar; protonterapia;
inmunoterapia; tratamiento multimodal

SUMMARY: Introduction: Nasal rhabdomyosarcoma (RMS) is a rare malignant neoplasm in adults,
accounting for less than 1 % of sarcomas in this population. This tumor, originating from precursor cells
of striated muscle, poses significant diagnostic and therapeutic challenges due to the complex anatomy
of the nasal cavity and its proximity to vital structures, necessitating a personalized and multidiscipli-
nary treatment approach. Objectives: To analyze the management of nasal rhabdomyosarcoma (RMS)
in adults, focusing on the most common histological subtypes, clinical features, therapeutic modalities,
key prognostic factors, and future research areas aimed at improving treatment. Materials and methods:
A systematic review was conducted in PubMed, MEDLINE, Cochrane Library, and Scopus, including all
studies published in English or Spanish between 2016 and 2024. Results: The distribution of histological
subtypes was heterogeneous across studies; in large population-based analyses, the pleomorphic subtype
was the most frequent in adults, whereas institutional case series reported variable proportions of alveolar
and embryonal subtypes. Diagnosis is typically made at advanced stages due to the non-specific initial
clinical presentation. A multimodal treatment approach, combining surgery, chemotherapy, and radiothe-
rapy, was the predominant strategy. Endoscopic surgery showed promising results in resectable tumors,
with improved local control rates. However, chemotherapy regimens demonstrated limited efficacy in
adults compared to the pediatric population. Proton beam radiotherapy emerged as an option for cases
with critical anatomical involvement. Additionally, immunotherapy, particularly with PD-L1 inhibitors,
showed potential in selected cases. Prognostic factors identified included tumor histology, local invasion,
surgical margins, and the presence of molecular alterations such as the PAX-FOXO1 fusion. Conclusions:
The management of nasal RMS in adults requires a personalized approach due to the aggressiveness of the
alveolar subtype and the poor response to conventional therapies. Proton therapy and immunotherapy
are promising strategies, but further studies are needed to assess their long-term efficacy. Future research
should focus on improved molecular characterization and the implementation of multicenter clinical trials
to optimize treatment protocols.

KEYWORDS: nasal rhabdomyosarcoma; sinonasal RMS; alveolar rhabdomyosarcoma; proton therapy;
immunotherapy; multimodal treatment
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INTRODUCCION

El rabdomiosarcoma (RMS) es un tumor
maligno de origen mesenquimal derivado de las
células precursoras del musculo estriado. Aunque
constituye el sarcoma de tejidos blandos mas
frecuente en la infancia, su presentacion en adultos
es excepcional, representando menos del 1% de
los sarcomas en este grupo etario. La variante
nasosinusal es mas infrecuente, asociandose a un
peor prondstico, especialmente en adultos [1]. La
complejidad de la anatomia regional y la proximi-
dad a estructuras vitales, dificultan el manejo de
estos pacientes, por lo que cobran importancia de
enfoques terapéuticos multidisciplinarios [1-3].

El caso que motiva esta revision sistematica
corresponde a un vardn de 25 afios que consult6 por
dolor hemifacial, anosmia y episodios recurrentes
de epistaxis, siendo diagnosticado de rabdomio-
sarcoma alveolar nasal en estadio avanzado. Este
caso ilustra la agresividad de la enfermedad y las
dificultades diagndsticas y terapéuticas que plantea
el rabdomiosarcoma nasal en adultos jovenes.

Este caso clinico resalta la complejidad en el
manejo del rabdomiosarcoma nasal en adultos
jovenes y la necesidad de estrategias de tratamiento
basadas en evidencia. A pesar de que los protocolos
terapéuticos en adultos suelen basarse en esquemas
pediatricos [2], las tasas de supervivencia en adultos
contindan siendo considerablemente mas bajas, lo
que sugiere diferencias bioldgicas y de respuesta
al tratamiento entre ambos grupos etarios [1, 3].
Esta revision busca sintetizar la evidencia dispo-
nible para guiar mejor el tratamiento de esta rara
entidad clinica.

El objetivo de esta revision es analizar y sinte-
tizar la literatura sobre el manejo del rabdomio-
sarcoma nasal en adultos, con especial énfasis
en los subtipos histolégicos mas frecuentes, las
modalidades terapéuticas, y los factores pronosticos
asociados. Esta revision se realiza a proposito del
caso clinico mencionado, con el fin de proporcionar
una perspectiva clinica basada en la evidencia y que
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ofrezca recomendaciones concretas para el manejo
multidisciplinario de esta patologia.

Los objetivos de esta revision son describir las
caracteristicas clinicas del rabdomiosarcoma nasal
en adultos, compardndolas con las presentaciones
pedidtricas; identificar los factores prondsticos clave
que influyen en la supervivencia, incluyendo la
extension del tumor, la invasion local y los marca-
dores moleculares; evaluar la eficacia de las estra-
tegias terapéuticas actuales, incluyendo cirugia,
quimioterapia, radioterapia y terapias avanzadas
como la inmunoterapia; analizar la evolucién de
los enfoques quirtrgicos y el papel de la radiote-
rapia de protones en el manejo de la enfermedad;
y proponer lineas futuras de investigacion que
aborden las brechas en el conocimiento actual
sobre el tratamiento del rabdomiosarcoma nasal
en adultos.

MATERIAL Y METODO

Se realiz6 una revision sistematica siguiendo
las directrices PRISMA. La btsqueda se llevd
a cabo en las bases de datos Cochrane Library,
Embase, IEEE Xplore, MEDLINE, PubMed, Scopus
y SPRINGERLInk, utilizando combinaciones de los
términos “adult’, “rhabdomyosarcoma nasal’, “sino-
nasal rhabdomyosarcoma”, “rhabdomyosarcoma
treatment” y “nasal cancer”, junto con “radiothe-
rapy”y “chemotherapy’, adaptados a cada buscador.
Asimismo, se realizé una busqueda manual adicio-
nal en las referencias de los estudios clave para
identificar articulos no recuperados inicialmente.

Se incluyeron estudios publicados entre 2016
y 2024 que abordaran casos de rabdomiosarcoma
localizado en cavidad nasal y/o senos paranasales
en pacientes adultos (=18 anos). Se priorizo la
inclusién de trabajos que aportaran informacién
sobre diagndstico, manejo clinico, tratamiento
multimodal y factores pronésticos en adultos,
con especial énfasis en aquellos que reportaran
datos de supervivencia, recurrencia y respuesta
al tratamiento.
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Se incluyeron estudios con poblacién mixta
(adulto-pediatrica) inicamente si proporcionaban
datos desagregados para adultos o silos resultados
correspondientes a adultos eran identificables de
forma explicita y aplicables al contexto clinico
adulto. Los datos procedentes de series exclusi-
vamente pediatricas o de poblacién AYA (adoles-
centes y adultos jovenes) se utilizaron, en su caso,
solo como contexto (por ejemplo, para discutir
diferencias bioldgicas o terapéuticas) y se seitalaron
explicitamente como tales.

Se excluyeron los estudios centrados exclusiva-
mente en poblacion pediatrica sin datos compara-
bles o extraibles en adultos, asi como publicaciones
sin datos clinicos utilizables (editoriales, cartas u
opiniones) o con informacién insuficiente para su
extraccion. Finalmente, se incluyeron solo articulos
en inglés o espaiol.

Los titulos y resimenes fueron revisados de
manera independiente por dos revisores, descar-
tandose aquellos que no cumplian los criterios
de inclusion. Los articulos preseleccionados se
analizaron a texto completo. Las discrepancias
se resolvieron mediante consenso o, cuando fue
necesario, con la intervencion de un tercer revisor.

La calidad metodoldgica de los estudios selec-
cionados se evalué mediante herramientas valida-
das. Para los estudios observacionales se utiliz6 la
escala de Newcastle-Ottawa, y para los ensayos
clinicos, la escala CONSORT. Dado que la mayoria
de los trabajos correspondian a series retrospec-
tivas unicéntricas o analisis de bases de datos, el
riesgo de sesgo fue considerado moderado-alto,
principalmente por sesgo de seleccién y confusion.
La mayor parte de las cohortes observacionales
obtuvo puntuaciones intermedias en la escala de
Newcastle-Ottawa, limitadas por tamafios muestra-
les reducidos, ausencia de grupos comparadores y
heterogeneidad en los criterios terapéuticos. No se
identificaron ensayos clinicos aleatorizados espe-
cificos en poblacion adulta con rabdomiosarcoma
nasal; en consecuencia, la evidencia disponible
correspondié predominantemente a niveles de
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evidencia III-IV, lo que obliga a interpretar los
resultados con cautela.

Los datos extraidos se sintetizaron en tablas
que incluyeron informacién demogréfica, subtipos
histologicos, modalidades terapéuticas y resultados
clinicos. Debido a la heterogeneidad metodoldgica
y clinica de los estudios incluidos, no fue factible
realizar un metaandlisis cuantitativo, optandose
por una sintesis cualitativa narrativa.

Esta revision no fue registrada previamente
en PROSPERO, dado el caracter excepcional de
la entidad y la limitada literatura disponible; no
obstante, el protocolo de busqueda y seleccion se
defini6 previamente y se siguié de forma estricta.

RESULTADOS

El diagrama de flujo PRISMA (Figura 1)
muestra el proceso de seleccion de estudios, desde
la identificacion inicial hasta la seleccién final. Se
encontraron 387 registros mediante busquedas
bibliograficas, de los cuales 180 fueron eliminados
por ser duplicados, dejando 207 registros tinicos.
Durante la seleccion, 120 registros fueron exclui-
dos por no cumplir con los criterios preliminares,
quedando 87 registros preseleccionados. Posterior-
mente, se evaluaron a texto completo 25 articulos,
de los cuales 10 fueron excluidos, 7 por no cumplir
los estandares PRISMA y 4 por falta de validacion.
Finalmente, 14 estudios cumplieron todos los
criterios de inclusién y fueron considerados en
la revision.

Los resultados proceden de estudios con
importante heterogeneidad metodoldgica y pobla-
cional, que incluyen desde anlisis poblacionales de
gran tamaiio hasta series institucionales pequeias
y casos aislados. En consecuencia, los hallazgos se
presentan como una sintesis cualitativa, destacando
tanto los patrones comunes como las divergencias
observadas entre estudios, mas que como estima-
ciones cuantitativas uniformes.

La revision incluy6 un total de 14 estudios que
cumplian con los criterios de inclusion (Tabla 1,
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Figura 1. Diagrama de flujo PRISMA
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Registros a texto completo
excluidos y razén de su exclusion
(n=10)
e No cumplir con los
estandares PRISMA (N=7)
e Falta de validacion
rigurosa (n=4)
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Anexo 1) con una poblacién de 3590 pacientes, de
los cuales 3399 (94,7 %) provinieron del anélisis
de la base de datos SEER y 191 fueron estudiados
en cohortes mas pequenas o casos individuales. Se
identificaron diferencias significativas en la distri-
bucidn de los subtipos histoldgicos, las estrategias
terapéuticas y los resultados clinicos.

La distribucion de los subtipos histologicos
mostré una variabilidad considerable entre estu-
dios. En varias series institucionales pequenas, el
rabdomiosarcoma alveolar (ARMS) fue el subtipo
predominante, alcanzando hasta el 75 % de los
casos. En contraste, otros estudios describieron una
mayor proporcion de rabdomiosarcoma embriona-
rio (ERMS, hasta el 78 %) o pleomorfico (PRMS,
hasta el 36 %). En los analisis poblacionales de
mayor tamafio, como el estudio basado en la base de
datos SEER, el subtipo pleomérfico emergié como el
mas frecuente en adultos, seguido del embrionario,
mientras que el alveolar fue menos comun, aunque
consistentemente asociado a peor pronostico.

Hasta un 87,5 % de los casos (7 de 8 individuos)
presentaron recurrencia local y el mismo porcentaje
de pacientes desarrollé metastasis, especialmente en
pacientes con ARMS y niveles elevados de LDH (>400
U/L). Los sintomas mas frecuentes fueron obstruccion
nasal, epistaxis recurrente, dolor facial y anosmia.

El diagnostico se realizé mediante estudios de
imagen en todos los casos, con resonancia magné-
tica (RM) y tomografia computarizada (TC) como
herramientas principales. La confirmacién histo-
patologica incluyo biopsia con inmunohistoqui-
mica, con expresion de desmina y miogenina en la
mayoria de los casos (reportado en 6 de 8 pacientes
en el estudio de Lo et al. y en una proporcion signi-
ficativa de los 47 pacientes analizados por Saadi
etal.). Ademads, se identifico la fusion PAX-FOXO1
en pacientes con ARMS, asociandose a un peor
pronostico (detectada en aproximadamente 2447
de 3399 pacientes analizados en la base de datos
SEER segun el estudio de Han et al.).

El tratamiento del RMS nasal en adultos fue
predominantemente multimodal, combinando

Ediciones Universidad de Salamanca / (€383

[42]

cirugia, quimioterapia y radioterapia. De los 14
estudios analizados, la quimioterapia (QT) se utilizo
en 13 estudios (93 %), ya sea sola o en combinacién
con cirugia y/o radioterapia. La radioterapia (RT)
fue aplicada en 10 estudios (71,4 %), mientras que
la radioterapia con protones (PRT) se emple6 en 2
estudios (14,3 %), mostrando buenos resultados en
control local y menor toxicidad. La cirugfa (Cx) se
realizo6 en 8 estudios (57,1 %), logrando margenes
negativos en el 100 % de los pacientes operados
mediante cirugia endoscdpica en un estudio. La
inmunoterapia (IT) se utiliz6 en 3 estudios (21,4 %),
mostrando respuestas parciales en pacientes con
expresion del ligando de muerte programada 1
(PD-L1) y alta carga mutacional (TMB-H), un
biomarcador asociado a mejor respuesta a inmuno-
terapia. Los firmacos empleados fueron nivolumab,
toripalimab y anlotinib, con una supervivencia
libre de progresion (PES) de hasta 45 meses en un
paciente con RMS pleomorfico metastasico.

En cuanto al subtipo histolégico, el ARMS
presento las peores tasas de supervivencia, con
una supervivencia global (OS) a 5 afos del 28 %,
mientras que el ERMS alcanz6 el 50% en pacientes
tratados con cirugia y radioterapia. En relacién
con el tratamiento quirurgico, los pacientes con
madrgenes negativos (R0) mostraron una mayor
supervivencia libre de enfermedad en comparacién
con aquellos con margenes positivos. En cuanto a
los marcadores moleculares, se identifico expresiéon
de PD-L1 y niveles elevados de Ki-67 en ciertos
casos, con respuestas variables a la inmunoterapia.
La supervivencia global (OS) a 5 afios oscil6 entre el
28 %y el 8 3%, dependiendo del subtipo histoldgico,
la extension tumoral y el tratamiento recibido. En
los pacientes tratados con PRT + QT, la OS alcanzé
el 83 %, mientras que en aquellos con enfermedad
metastasica la supervivencia cay6 a 27 %.

DISCUSION

La marcada heterogeneidad observada entre
los estudios incluidos condiciona la interpretacion
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de los resultados y limita la posibilidad de estable-
cer proporciones exactas de subtipos histologi-
cos o estimaciones precisas de supervivencia. No
obstante, esta variabilidad constituye en si misma
un hallazgo relevante, reflejo de la rareza de la
enfermedad y de la ausencia de criterios uniformes
de manejo en adultos, lo que refuerza la necesidad
de estudios multicéntricos colaborativos.

El manejo del rabdomiosarcoma nasal (RMSN)
en adultos sigue representando un desafio clinico
debido a su baja prevalencia y a su asociacién con
un pronostico desfavorable. En los estudios anali-
zados, el diagndstico suele realizarse en estadios
avanzados y, en algunas series, se han descrito
tasas elevadas de recurrencia local y diseminacién
metastdsica, que alcanzan hasta el 87,5 % de los
casos [1].

El caso indice que motivé esta revision presen-
taba extension intracraneal y adenopatias cervicales
en el momento del diagndstico, hallazgos que refle-
jan la tendencia de esta entidad a diagnosticarse
tardiamente y que se asocian a peor prondstico.

Los hallazgos de esta revisiéon evidencian la
variabilidad en la distribucion de subtipos histo-
légicos en adultos. Mientras que algunos estudios
identificaron al rabdomiosarcoma alveolar (ARMS)
como el subtipo predominante en adultos (hasta
75 %) [1], otros mostraron una mayor proporcion
del subtipo embrionario (ERMS, hasta 78 %) [2] o
pleomorfico (PRMS, hasta 36 %) [3]. Estas diferen-
cias pueden estar influenciadas por la metodologia
de los estudios y factores poblacionales.

El ARMS se asocid con el peor prondstico,
con una supervivencia global (OS) a 5 afios de
solo el 28 % [4], mientras que el ERMS mostro
mejores resultados (OS hasta 50 %) cuando se
traté con cirugia y radioterapia [2]. Se observo
que la afectacion de la base del craneo y el sistema
nervioso central estuvo asociada con un mayor
riesgo de recurrencia y una menor supervivencia,
lo que subraya la importancia de una evaluacién
minuciosa de la extensién tumoral en el momento
del diagndstico y la planificacion del tratamiento.
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Por otro lado, el PRMS, aunque menos frecuente,
mostrd una respuesta parcial a la inmunoterapia
en algunos casos [5], lo que podria abrir nuevas
lineas de investigacion.

El tratamiento multimodal sigue siendo el estan-
dar para el manejo del RMS nasal en adultos, inclu-
yendo cirugia, quimioterapia y radioterapia [6, 7].
Sin embargo, la efectividad de cada modalidad
varia dependiendo del subtipo y la extension del
tumor [8].

En pacientes con tumores resecables, la cirugia
endoscopica permitié obtener mérgenes negativos
(RO) en el 100 % de los casos reportados, mejorando
la supervivencia libre de enfermedad [9], mientras
que los pacientes con tumores avanzados o irrese-
cables dependieron de estrategias no quirdrgicas
[4]. La quimioterapia fue utilizada en el 93 % de los
estudios, mayormente en combinacién con otras
terapias [6]; sin embargo, la respuesta en adultos
sigue siendo inferior a la observada en nifos, lo
que sugiere la necesidad de esquemas mads perso-
nalizados en esta poblacion [8]. La radioterapia fue
aplicada en el 71,4 % de los estudios, destacando
la radioterapia de protones (PRT) como una alter-
nativa prometedora en dos estudios, logrando una
OS de hasta 83% en pacientes con localizacién
desfavorable [10]. Aunque aiin en etapas iniciales, la
inmunoterapia se utilizé en el 21,4 % de los estudios,
con respuestas parciales en pacientes con expresion
de PD-L1 y alta carga mutacional (TMB-H) [11],
reportdandose hasta 45 meses sin recurrencia en un
paciente tratado con nivolumab [5].

Estos hallazgos sugieren que los avances tera-
péuticos han mejorado la supervivencia en ciertos
subgrupos de pacientes, pero que atn se requieren
estudios prospectivos que permitan evaluar la
eficacia de estos tratamientos en el RMS nasal en
adultos [6, 12]. A pesar de estos avances, las tasas
de recurrencia local siguieron siendo elevadas,
particularmente en pacientes con ARMS, lo que
sugiere la necesidad de estrategias terapéuticas mas
efectivas y personalizadas, incluyendo el desarrollo
de enfoques que integren nuevas terapias dirigidas
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o combinaciones mds agresivas en subgrupos de
alto riesgo.

Otro delos principales problemas en la literatura
revisada es la variabilidad metodoldgica en los estu-
dios, con muestras pequenas y disefios retrospectivos
que dificultan la generalizacion de los resultados
[6]. Ademas, algunos estudios combinan datos de
pacientes adultos y pediatricos, lo que puede sesgar
las conclusiones en el grupo de adultos [8].

La falta de ensayos clinicos aleatorizados en
adultos es otra limitacién importante [6]. Para
abordar este problema, serfa fundamental la creacién
de estudios multicéntricos que analicen interven-
ciones terapéuticas de manera mas sistemdtica [12].

Desde el punto de vista de la practica clinica
actual en ORL oncoldgica, estos hallazgos refuer-
zan la necesidad de un manejo multidisciplinar en
centros con experiencia en sarcomas de cabeza y
cuello, asi como la consideracién precoz de técnicas
avanzadas como la radioterapia con protones en
casos seleccionados 7, 11, 13]. Asimismo, en pacien-
tes adultos con enfermedad avanzada o refractaria,
deberia valorarse la inclusién en ensayos clinicos,
particularmente aquellos que exploren estrategias
de inmunoterapia o tratamientos personalizados
basados en marcadores moleculares [6, 12, 14].

Por ultimo, la incorporacién de biomarcado-
res moleculares en los estudios clinicos permitird
desarrollar estrategias terapéuticas mds precisas,
particularmente en el contexto de la inmunoterapia.
La secuenciacion de nueva generacion (NGS) ha
identificado perfiles moleculares asociados a una
mejor respuesta a inmunoterapia, como la TMB-H
y la inestabilidad microsatelital alta (MSI-H); sin
embargo, estos hallazgos deben validarse en estudios
prospectivos con mayor numero de pacientes [15].

CONCLUSIONES

El rabdomiosarcoma nasal (RMSN) en
adultos es una enfermedad poco frecuente y agre-
siva que requiere un enfoque terapéutico multi-
modal y personalizado. Su baja prevalencia y la
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inespecificidad de los sintomas iniciales, como
obstruccion nasal, epistaxis recurrente y dolor
facial, favorecen su diagndstico en estadios avan-
zados, con afectacion de estructuras criticas como
la base del craneo y los senos paranasales, lo que
complica el manejo clinico y empeora el prondstico.

Los subtipos histologicos influyen signifi-
cativamente en la evolucion de la enfermedad.
En esta revision, se identific6 variabilidad en su
distribucion: algunos estudios reportaron ARMS
como el mas frecuente (hasta 75 %), mientras que
otros encontraron mayor prevalencia de ERMS
(hasta 78 %) o PRMS (hasta 36 %).

El ARMS se asoci6 con la peor supervivencia,
con una OS a 5 anos de 28 %, reflejando su agre-
sividad y tendencia a la metastasis. En contraste,
el ERMS mostré una OS superior (hasta 50 %),
especialmente cuando se logrd reseccién quirurgica
con margenes negativos.

El tratamiento multimodal sigue siendo el
estandar en RMSN, combinando cirugia, quimio-
terapia y radioterapia segun la extension tumoral.
La cirugia endoscopica ha demostrado ser efectiva
en tumores resecables, logrando margenes nega-
tivos (RO) en el 100 % de los casos reportados y
una mayor supervivencia libre de enfermedad.
La radioterapia con protones (PRT) ha emergido
como una opcion relevante en casos con compro-
miso anatémico critico, alcanzando una OS de
hasta 83 %. La quimioterapia se uso en el 93 %
de los estudios, aunque con respuesta inferior en
adultos respecto a nifios, resaltando la necesidad
de esquemas personalizados. La inmunoterapia se
empled en el 21,4 % de los estudios, con respuestas
parciales en pacientes con PD-L1 y TMB-H. En
un caso, el tratamiento con nivolumab logré una
supervivencia libre de recurrencia de 45 meses en
un paciente con RMS pleomoérfico metastasico.

A pesar de los avances terapéuticos, la recu-
rrencia local y la limitada respuesta a la quimiote-
rapia siguen siendo barreras en el tratamiento del
RMSN en adultos. La OS a 5 afos varia segtin el
subtipo histoldgico y el tratamiento recibido, con
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valores inferiores al 30% en ARMS y hasta 50 % en
ERMS con tratamiento multimodal. En enfermedad
metastasica, la OS se redujo al 27 %, destacando
la necesidad de nuevas estrategias terapéuticas.

La falta de ensayos clinicos especificos para
adultos limita la generalizacion de los hallazgos.
La heterogeneidad en los tratamientos y el tamario
muestral reducido dificultan la formulacién de
directrices clinicas definitivas.

Para optimizar el manejo del RMSN, es funda-
mental desarrollar ensayos clinicos multicéntricos
y colaborativos que permitan evaluar estrategias
terapéuticas de manera mas sistemdtica. La incor-
poracion de biomarcadores moleculares, mediante
técnicas como la secuenciacion de nueva gene-
racion (NGS), sera clave para identificar perfiles
tumorales y guiar tratamientos, especialmente en
inmunoterapia y terapias dirigidas.

Finalmente, la colaboracién internacional es
crucial para generar datos robustos que optimicen
el tratamiento de esta patologia, mejorando la
calidad de vida y la supervivencia de los pacientes.
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RESUMEN: Introduccién: Los tumores de oido medio, y en especial los hemangiomas, son entidades
poco frecuentes. El hemangioma de oido medio es un tumor benigno de origen vascular, de presentacion
en varones mayores, con una presentacion clinica variable y diagnéstico complicado. Es por ello que su
presentacion en una mujer, joven, y embarazada, representa un caso excepcional, no encontrado previamente
en la literatura. Objetivo: El objetivo de este articulo es presentar el caso de una paciente con un heman-
gioma cavernoso en el oido medio, destacando su sintomatologia, diagnéstico y tratamiento. Descripcion
del caso: Una paciente de 42 afios, embarazada y sin antecedentes médicos relevantes, acudio con paralisis
facial izquierda y sintomas Oticos. En la exploracion se observé una tumoracion rojiza en el oido medio,
que tras varias pruebas complementarias, se orientd como sugestiva de glomus timpdnico. Tres meses
después, los sintomas dticos empeoraron, lo que llevo a una intervenciéon quirargica con extirpacion de
la masa con diagndstico definitivo de hemangioma cavernoso, confirmado mediante analisis histologico.
Hay que destacar que los sintomas de la paciente se resolvieron, quedando ademds con una audicién sin
alteraciones tras la intervencion. Conclusiones: El hemangioma de oido medio es raro y puede presentar
sintomas como hipoacusia y actifeno. La tomografia computarizada es esencial para la orientacion diag-
nostica. El diagnostico diferencial incluye el glomus timpanico entre otras entidades, por lo que siempre
debe tenerse en cuenta ante el diagnostico diferencial de masas timpénicas o de oido medio, especialmente
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en casos atipicos. La intervencién quirtrgica, con resecciéon completa del tumor, es fundamental para un
diagnostico definitivo y tratamiento exitoso.

PALABRAS CLAVE: glomus; hemangioma; timpano; oido medio; caso clinico

SUMMARY: Introduction: Middle ear tumors, particularly hemangiomas, are rare entities. Middle
ear hemangioma is a benign tumor of vascular origin, typically occurring in older males, with variable
clinical presentation and challenging diagnosis. Therefore, its occurrence in a young, pregnant woman
represents an exceptional case, not previously reported in the literature. Objective: The objective of this
article is to present the case of a patient with a cavernous hemangioma in the middle ear, highlighting her
symptoms, diagnosis, and treatment. Case Description: A 42-year-old pregnant woman with no relevant
medical history presented with left facial paralysis and otologic symptoms. Examination revealed a reddish
mass in the middle ear, initially suggestive of a glomus tympanicum based on complementary tests. Three
months later, the otologic symptoms worsened, leading to surgical intervention and removal of the mass.
A definitive diagnosis of cavernous hemangioma was confirmed through histological analysis. Notably, the
patient’s symptoms resolved, and her hearing remained unaffected following the procedure. Conclusions:
Middle ear hemangioma is rare and may present with symptoms such as hearing loss and tinnitus. Computed
tomography is essential for diagnostic guidance. The differential diagnosis includes glomus tympanicum
among other entities and should always be considered when evaluating tympanic or middle ear masses,
especially in atypical cases. Surgical intervention with complete tumor resection is crucial for definitive

diagnosis and successful treatment.

KEYWORDS: glomus; hemangioma; timpanic membrane; middle ear; case report

INTRODUCCION

El hemangioma de oido medio constituye una
entidad poco frecuente, de presentacion variable
y diagndstico complejo. Se presenta con mayor
frecuencia en varones en la sexta década de la vida,
destacando por ello, que el caso presentado sea el
de una mujer, joven, y embarazada (sin precedentes
en la literatura). Se trata de un tumor benigno de
estirpe vascular, cuya etiologia (tanto origen como
de desarrollo) es atin una incégnita [1, 2].

A nivel histoldgico, se diferencian: hemangio-
mas capilares, cavernosos y mixtos. Los hemangio-
mas capilares estin compuestos por pequefios vasos
sanguineos anormales dispuestos en un patron
similar al de los capilares y son comunes en bebés
y nifios pequefios. En cambio, los hemangiomas
cavernosos estan formados por canales vasculares
de diferentes tamaiios recubiertos por células endo-
teliales con grandes espacios vasculares cavernosos
y son mas comunes en personas mayores [3].

Ediciones Universidad de Salamanca / €283

[50]

Aparecen en el area de cabeza y cuello con
relativa frecuencia, sobre todo en piel y mucosas
de poblacion pediatrica [3].

Su presentacion es poco frecuente en el oido. A
este nivel, puede aparecer en el conducto auditivo
externo, hueso temporal, oido medio y conducto
auditivo interno [2].

El objetivo de este articulo es el de presentar el
caso de una paciente con un hemangioma cavernoso
de oido medio, resaltando la sintomatologia, diag-
ndstico y tratamiento de esta entidad para, con su
conocimiento, ser capaces de sospecharlo y por lo
tanto detectarlo y tratarlo correctamente [1, 2, 3,4, 5].

DESCRIPCION

Una paciente de cuarenta y dos afios, embarazada
(en el tercer trimestre de gestacion), sana y sin otros
antecedentes médicos de interés, acude al Servicio de
Urgencias por paralisis facial izquierda de aparicion
brusca. Ademds, refiere sensacion de taponamiento
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otico izquierdo, con hipoacusia y actifeno pulsatil
ipsilaterales. La paciente no presentaba antecedentes
familiares o psicosociales relevantes.

Durante la exploracion fisica pertinente, en
la otoscopia izquierda se aprecia una tumoracion
rojiza intratimpdnica tras el cuadrante anteroin-
ferior.

La audiometria tonal liminar refleja en el
oido izquierdo una caida aislada en 4000 Hercios
(Hz). Las demads frecuencias presentan umbrales
por encima de 20 decibelios (dB) (Figura 1). La
impendaciometria muestra una curva A de Jerger,
y ausencia de reflejo estapedial.

Todas las pruebas son normales en el oido
derecho.

Se diagnostica a la paciente de paralisis facial
periférica izquierda, se instaura tratamiento para la
misma y se solicita una tomografia computarizada
(TC) de penascos para estudiar mejor esa masa
intratimpanica, con la que se toma al inicio una
actitud expectante.

La TC revela una tumoracion en hipo-meso-
timpano de oido izquierdo que contacta con la
cadena osicular y con la membrana timpanica,
y que no erosiona estructuras dseas. Se observa
proteccion oOsea del nervio facial (Figura 2).

A nivel morfoldgico, desde radiologia la descri-
ben como sugestiva de glomus timpdnico izquierdo.

Pasados tres meses, en la consulta de revision,
la paralisis facial ha quedado resuelta, pero los
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Figura 1. Otoscopia y Audiometria tonal liminar al diagndstico
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sintomas Oticos persisten, incluso han empeo-
rado. A la exploracion: se aprecia en la otoscopia
una ocupacién mucosa de todo el oido medio
izquierdo, junto con la masa rojiza previamente
descrita (Figura 1). Ademas, la impedaciometria
ahora refleja una curva B de Jerger.

En vistas de la obstruccion y disfuncion tuba-
rica que sugiere la exploracion, se sospecha un
crecimiento de la tumoracién. Teniendo esto en
cuenta, y contando con que la paciente ya ha dado
aluz en este momento, se propone la intervencién
quirtrgica. La paciente acepta.

Se lleva a cabo una timpanotomia exploradora
endoaural endoscopica izquierda, con extirpaciéon

de lalesion vascular, envio para andlisis diferido de
la misma, y reconstruccion timpanica con injerto
de cartilago y pericondrio tragal.

El examen anatomopatolégico revela alte-
raciones histolégicas compatibles con las de un
hemangioma de estirpe cavernosa.

Seis meses tras la intervencidn, la paciente
cuenta persistencia del actifeno izquierdo. Presenta
una audicién del oido izquierdo con umbrales por
encima de los 30dB en todas las frecuencias, una
curva A de Jerger en la impedanciometria, y ha
recuperado el reflejo estapedial del oido izquierdo.
No se observa recurrencia de la lesién a nivel otos-
copico (Figura 2).
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Figura 2. Otoscopia y Audiometria tonal liminar 6 meses tras la cirugia
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Durante todo el proceso, la paciente acudi6
rigurosamente a sus citas, cumpliendo todos los
tratamientos pautados. Afortunadamente, no hubo
afectos adveros, complicaciones quirtrgicas ni
postquirtrgicas (inmediatas ni diferidas).

DISCUSION

El hemangioma de oido es una tumoracién
vascular benigna y rara. Aparece en hombres mas
que en mujeres (ratio 2:1), y sobre todo lo hace en
las sexta y séptima década dela vida [1]. Por ello, la
aparicion en una mujer, joven y embarazada, supone
un caso extremadamente inusual y sin precedentes
en la literatura disponible. Hoy en dia, se registran
menos de 35 casos en dicha literatura [2].

Puede presentarse como un hallazgo incidental
en la exploracion, o con manifestaciones clinicas
como: hipoacusia, actifeno, sensacion de ocupacion
o taponamiento 6tico, otorrea, etcétera. La presen-
tacion en oido medio y externo es extremadamente
infrecuente [5].

La gran mayoria de hemangiomas timpdnicos
o de conducto auditivo externo son de estirpe
cavernosa, y son raros los de tipo capilar, algo que
se corresponde con la distribucién etaria que sigue
cada uno de ellos [3].

En este caso, la paciente presenta un heman-
gioma cavernoso del oido medio, que involucra al
timpano, pero no al conducto auditivo externo.
Llama poderosamente la atencidén la afectacion
clinica inicial del nervio facial coincidiendo con la
clinica auditiva, y el hallazgo del hemangioma en
la otoscopia. Sobretodo demostrandose mas tarde
a través de las pruebas de imagen y la exploracion
quirtrgica la integridad e independencia de dicho
nervio con respecto al tumor, y por lo tanto, lo
fortuito de ese hallazgo. Esto es relevante, pues una
afectacién inicial del nervio facial podria llevar a
confusion a la hora de plantear posibles diagnos-
ticos diferenciales.

Para el correcto diagndstico de estas tumora-
ciones es necesario solicitar una TC de pefascos,

Ediciones Universidad de Salamanca / €283
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que representa la prueba de imagen de eleccién,
gracias a su capacidad para valorar la afectacion
Osea, sobre todo de la cadena osicular [1, 2, 5].

Seria conveniente, si hay disponibilidad,
completar el estudio de imagen con una Reso-
nancia Magnética y una Angiografia, sobre todo si
interesa valorar la afectacion nerviosa y nutricién
vascular del tumor [1].

El hemangioma timpanico, presenta como
principal diagndstico diferencial al glomus timpa-
nico, aunque siempre hay que descartar otras enti-
dades (como malformaciones arteriovenosas y una
cardtida interna aberrante, entre otras). La tnica
manera de distinguir el hemangioma de todas
las demds alternativas diagnosticas es mediante
analisis histologico. Son las caracteristicas anato-
mopatoldgicas las que lo diferencian, por lo que
es imprescindible para un diagnoéstico definitivo
la biopsia mediante extirpacién completa de la
tumoracién [1-5].

Asi, el tratamiento de eleccion en este tipo
de lesiones (sobre todo si son sintomaticas) sigue
siendo la cirugia, con extirpaciéon completa [1-5].

El abordaje y técnica quirdrgica queda a deci-
sion del cirujano, y suele depender de la extension
y afectacion de estructuras del oido medio [5].

En este caso, pudo llevarse a cabo una resec-
cién completa por via endoaural endoscdpica, con
posterior timpanoplastia de reconstruccion (sélo
fue necesaria la reconstruccién de la membrana
timpdnica con injerto).

Como limitacion en este reporte de caso,
habria que resaltar la incidentalidad de la para-
lisis facial al inicio del cuadro clinico, que genero
cierta confusion al inicio del cuadro clinico. De la
misma manera, el embarazo de la paciente retrasd
las consultas de revision, priorizandose su proceso
de gestacion y lactancia iniciales sobre la sintoma-
tologia otica.

Hay grupos de investigacion trabajando para
desarrollar posibles alternativas, como la radio-
terapia, pero estas se encuentran todavia en fase
experimental [1].
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CONCLUSIONES

A pesar de ser una entidad poco frecuente,
conocer las distintas presentaciones, sospecha

diagnostica, asi como las pruebas complementarias 3.

y diagnostico definitivo de un hemangioma de oido
medio, debe formar parte del abanico de conoci-
mientos de un especialista en Otorrinolaringologia.
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