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RESUMEN: Introduccion y objetivo: Nuestro objetivo es establecer la rentabilidad del diagndstico
citolégico mediante puncién aspiracion con aguja fina (PAAF) y la utilidad del estudio de imagen preope-
ratoria en el manejo de masas parotideas. Método: Se realiz6 un estudio retrospectivo de una muestra de
142 pacientes con tumoracién parotidea intervenidos por el Servicio de Otorrinolaringologia del HUPR en
los tltimos 10 afnos, con diagndstico preoperatorio radioldgico (ecografia, TC, RNM) y citoldgico, mediante
PAAF Los resultados de ambas pruebas se han clasificado como positivos o negativos para malignidad y
se compararon con el diagnostico anatomopatologico. Resultados: La edad media fue de 56 anos, el 61,3%
eran hombres. La PAAF presentd una sensibilidad para detectar malignidad del 75% y una especificidad
del 100%; con valores predictivos positivo y negativo (VPN) de 100 y 97%, respectivamente. La sensibilidad
del estudio radiolégico fue de 25%, y la especificidad del 99%. El valor predictivo positivo para malignidad
fue de 80%, y el valor predictivo negativo, de 89%. Conclusiones: La PAAF es una prueba sencilla, pero de
utilidad limitada para la orientacion diagnostica debido a su baja sensibilidad y elevados falsos negativos;
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TUMORES PAROT{DEOS: CORRELACION ENTRE ESTUDIOS DE IMAGEN, PUNCION ASPIRACION CON
AGUJA FINA Y LOS HALLAZGOS HISTOPATOLOGICOS

CACERES-PUERTO M, PORRAS-ALONSO E Y SALoM-CoVERNAs C

sin embargo, su alta especificidad y elevado VPN hacen de la misma una prueba con mayor precision frente
a un resultado benigno o negativo. El estudio radiolégico previo es util en el diagndstico de extension y
caracteristicas tumorales, aunque se ve limitado por si solo en el diagnéstico diferencial de malignidad. La
RM se ha convertido en la modalidad de imagen de eleccion.

PALABRAS CLAVE: glandula parétida; neoplasias parotideas; puncion aspiracion con aguja fina;
correlacion radioldgica; correlacion citologica

SUMMARY: Introduction and objective: Our aim is to establish the profitability of cytological diag-
nosis by fine needle aspiration (FNA) and the usefulness of preoperative imaging in the management
of parotid masses. Method: A retrospective study of a sample of 142 patients with parotid tumors oper-
ated on by the HUPR Otorhinolaryngology Service in the last 10 years, with preoperative radiological
(ultrasound, CT, MRI) and cytological diagnosis, by FNA, was carried out. The results of both tests
have been classified as positive or negative for malignancy and were compared with the pathological
diagnosis. Results: The average age was 56, 61.3% were men. FNA had a sensitivity to detect malignancy
of 75% and a specificity of 100%; with positive and negative predictive values (NPV) of 100 and 97%,
respectively. The sensitivity of the radiological study was 25%, and the specificity 99%. The positive
predictive value for malignancy was 80%, and the negative predictive value was 89%. Conclusions: FNA
is a simple test, but of limited utility for diagnostic orientation due to its low sensitivity and high false
negatives; however, its high specificity and high NPV make it a more accurate test against a benign or
negative result. The previous radiological study is useful in the diagnosis of tumor extension and char-
acteristics, although it is limited by itself in the differential diagnosis of malignancy. MRI has become

the imaging modality of choice.

KEYWORDS: parotid gland; parotid neoplasms; fine needle aspiration puncture; radiological corre-

lation; cytological correlation

INTRODUCCION

Los tumores de glandulas salivales constituyen
menos del 3% del total de tumores. Su etiologia es
poco clara, asociandose al tratamiento con bajas
dosis de radioterapia y, excepcionalmente, los
pacientes tienen antecedentes de parotiditis, sialoli-
tiasis, o trauma. E180% de los tumores de glandulas
salivales aparecen en la pardtida, siendo benignos
entre el 60 y el 80% de éstos [1,2].

El diagndstico preoperatorio de los tumores
de la glandula pardtida se basa en la anamne-
sis y el examen fisico. Los signos y sintomas de
alarma en tumores malignos solo estan presenten
en un 25-30% de los casos siendo necesarias otras
exploraciones complementarias como el estudio
citolégico mediante la puncidn aspiracién con

Ediciones Universidad de Salamanca / €283

[88]

aguja fina (PAAF) o las pruebas de imagen tales
como: ecografia, tomografia computarizada (TC)
o resonancia magnética nuclear (RMN) [3,4].

La PAAF ha sido ampliamente utilizada
durante mas de dos décadas. El valor de la PAAF
para distinguir las tumoraciones de masa parotidea
malignas de las benignas ha sido bien establecido;
sin embargo, la precision varia de una institucion
a otra al depender de otros factores extrinsecos
como la experiencia de los médicos que realizan
el procedimiento o la experiencia de los patélogos
que evaldan los frotis citoldgicos [2]. En cuanto
al estudio radiolégico, varios estudios describen
ciertas caracteristicas observadas en la RM que
pueden diferenciar entre tumoraciones de masa
parotidea benignas y malignas, aunque solo unos
pocos han analizado estadisticamente tal capacidad
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[5-7]. El tratamiento de la patologia maligna de
pardtida puede implicar una cirugfa extensa, como
la diseccidn cervical o, incluso, el sacrificio del
nervio facial; por lo que un diagnoéstico preciso
ayuda en la toma de decisiones y la reduccién de
la morbi-mortalidad del tratamiento [4]. El estudio
preoperatorio combinado con pruebas de imagen
y estudio citolégico podria aumentar la precision
en el diagnéstico diferencial de malignidad [2].

MATERIAL Y METODO

Se trata de un estudio retrospectivo en el que
se revisaron las historias clinicas de los pacientes
con enfermedad tumoral de la glandula parétida
que se trataron quirdrgicamente por el Servicio
de Otorrinolaringologia del HUPR durante el
periodo comprendido entre el 1 de enero de 2011
y 31 de diciembre de 2021. Se obtuvieron 151
pacientes, uno de ellos se habia intervenido de
ambas pardtidas en el periodo comprendido por lo
que se incluyé como 2 pacientes independientes al
no estar relacionados los procesos entre si. Como
criterio de exclusion, se eliminaron 9 pacientes
intervenidos en el contexto de carcinoma cutaneo
y 1 paciente con diagnéstico de hematoma intra-
parotideo traumatico.

Los datos anatomopatoldgicos fueron clasi-
ficados en neoplasias benignas, malignas y no
neoplasias (Tabla 1). Tanto los resultados de la

Tabla 1. Resultados anatomopatoldgicos de la pieza
quirtargica de los pacientes de nuestra muestra.

Tipo histolégico n
Tumores benignos 115
Adenoma de células basales 2
Adenoma pleomorfo 59
Tumor de Warthin 50
Tumor de Warthin + quiste epitelial 1
Oncocitoma 1
Lipoma 1
Noédulo linfatico 1

Ediciones Universidad de Salamanca / €283

[89]

~

Tumores malignos

Carcinoma de células acinares

Adenocarcinoma ductal

Carcinoma ex adenoma pleomorfo

Carcinoma indiferenciado de tipo linfoepitelioma
Carcinoma oncocitico

Carcinoma mucoepidermoide

Linforma Hodgkin

Linfoma no Hodgkin:

Folicular

MALT

Carcinoma neuroendocrino de célula pequeria y
grande

Tumor neuroendocrino alto grado 1

[ S S e N N R N

No neoplasias 10
Adenopatia intraparotidea
Parotiditis cronica
Granulomas necrotizantes
Hiperplasia folicular linfoide
Sialoadenitis

TOTAL 142

PO — =

PAAF como el diagndstico radiolégico se clasi-
ficaron en benigno, maligno y no concluyente
cuando la imagen radioldgica o la muestra cito-
logica no permitieron el diagnoéstico. Se calculo
la sensibilidad, especificidad y los valores predic-
tivos positivos y negativos de ambas técnicas
utilizando los resultados anatomopatoldgicos de
la pieza quirtrgica como el valor de referencia o
gold standard.

RESULTADOS

De las 152 parotidectomias realizadas en el
servicio durante el periodo 2011-2022, se inclu-
yeron 142 pacientes tras aplicar los criterios de
exclusion. El 61.3% eran hombres y el 38,7%
mujeres (Figura 1), con una edad media de 56,1+
14,7 anos.

Las tumoraciones eran bilaterales en solo un
8,5% de la muestra. La afectacién mayoritaria
fue al 16bulo superficial (87,4%) y en un paciente
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= Hombres

Mujeres

Figura 1. Distribucién por sexo.

la tumoracion se encontraba por encima de la
glandula que resulté en un adenoma pleomorfo.
El153,5% de las intervenciones se realizaron sobre
el lado derecho. En un 81% se realiz6 una paroti-
dectomia suprafacial y en el 5,6% se realizé ademas
exéresis del tumor en el lébulo profundo sin llegar
a realizar una parotidectomia total. Se realiz6 una
biopsia de glandula parétida en un paciente ante
la sospecha de parotiditis cronica de etiologia
autoinmune con diagnoéstico final de sialoadenitis
crénica no granulomatosa. En 3 pacientes se realizo
vaciamiento cervical funcional unilateral junto con
parotidectomia total.

Se realizd estudio de imagen preoperatorio
en el 97,9%. La prueba de imagen no fue conclu-
yente en 25 casos (18%). Con resultado negativo
para malignidad en 109 pacientes (78,4%) y
resultado positivo para malignidad en 5 (3,6%)
(Tabla 2).

La correlacion entre el diagndstico radio-
légico e histopatologico se muestra en la Tabla
3. Hubo una adecuada concordancia entre la
citologia y el diagndstico radiologico en el 88,6%
(101/114): 4 verdaderos positivos (radiolédgico e
histopatologia positivos para malignidad) y 97
verdaderos negativos (radiologia e histopatologia
benignas).

La sensibilidad del estudio radioldgico para el
diagnostico de malignidad fue de 25%, y la espe-
cificidad del 99%. El valor predictivo positivo

Ediciones Universidad de Salamanca / €283

Tabla 2. Tabla de correlacion entre el diagndstico de TAC
frente al resultado histopatoldgico final.

Resultado del estudio de imagen | Frecuencia Frecuencia
preoperatorio absoluta relativa

Benigno 109 78,4%

Maligno 5 3,6%

No concluyente 25 18%

Total 139 100%

Tabla 3. Correlacion entre diagnostico radiolégico e

[90]

histopatoldgico.
Diagnostico referencia anatomopatologico Total
Benignidad Malignidad
97 (VN) 12 (EN) 109
1 (EP) 4(VP) 5
98 16 114

para malignidad fue de 80%, y el valor predictivo
negativo, de 89%.

En aquellos casos en los que la prueba radiold-
gica no fue concluyente, solo result6 positivo para
malignidad un paciente (adenocarcinoma). El resto
fueron mayoritariamente adenomas pleomorfos (9)
y tumores de Warthin (10).

Si analizamos el diagndstico segtn la técnica
de imagen empleada, tenian ecografia el 22,3%,
TAC 46% y RMN el 57,6% (Figura 2).

De los estudios ecograficos realizados, fueron
no concluyentes 9 (29%). El resto (71%) esta-
blecieron un diagndstico de benignidad siendo
4 falsos negativos con resultados positivos para
malignidad (carcinoma de células acinares,
carcinoma indiferenciado de tipo linfoepite-
lioma, carcinoma mucoepidermoide y linfoma
Hodgkin).

En cuanto a la tomografia computarizada
(TC), no fue diagndstica en 9 pacientes (14,1%),
orientaba a benignidad en 52 pacientes (81,3%) y a
malignidad en 3 pacientes (4,7%). Todos los casos
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Figura 2. Estudio de imagen.

en los que la prueba no resultd concluyente fueron
finalmente benignos.

En cuanto a la correlacién con el diagndstico
histopatoldgico (Tabla 5), hubo una adecuada
concordancia en el 89,1% (49/55): 46 verdaderos
negativos y 3 verdaderos positivos.

La sensibilidad del TC para el diagnostico de
masas parotideas en nuestra muestra fue del 33%
y la especificidad del 100%. El valor predictivo
positivo para malignidad fue del 100% y el valor
predictivo negativo del 88,5%.

En 6 casos en los que la imagen radioldgica
orientaba a benignidad el resultado final de la pieza
fue maligno (3 linfomas, 2 carcinoma mucoepider-
moide y 1 carcinoma oncocitico).

En la resonancia magnética nuclear (RMN),
no fue concluyente en 15 pacientes (18,75%). La
imagen radioldgica apoyaba benignidad en el 82,5%
y a malignidad en el 3,75%.

La sensibilidad de la RMN fue de 15,4% y la
especificidad del 98,2%. El valor predictivo positivo
para malignidad fue de 66,7% y el valor predictivo
negativo fue de 83,3%.
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Tabla 4. Errores diagndsticos del diagnostico radioldgico
tumores de la glandula pardtida.

Diagndstico radiologico Diagndstico histologico
Falsos negativos Carcinoma células acinares
Tumor primario glandular
Adenopatia Linfoma no Hodgkin célula pequena
Adenoma pleomorfo Carcinoma oncocitico
Adenoma pleomorfo Carcinoma mucoepidermoide
Adenoma pleomorfo Carcinoma mucoepidermoide
Adenoma pleomorfo Carcinoma indiferenciado tipo
Adenoma pleomorfo linfoepitelioma
Adenoma pleomorfo Linfoma no Hodgkin células grandes
Benignidad Linfoma folicular
Benignidad Linfoma folicular
Adenoma pleomorfo Carcinoma de células acinares
Adenoma pleomorfo Linfoma Hodgkin tipo esclerosis
nodular
Linfoma folicular
Falsos positivos Adenoma pleomorfo
Malignidad

Tabla 5. Tabla de correlacion entre el diagndstico de TAC
frente al resultado histopatoldgico final

Resultado Diagndstico referencia Total
de TC anatomopatoldgico
Benigno Maligno
Benigno 46 (VN) 6 (FN) 52
Maligno 0 (FP) 3(VP) 3
Total 46 9 55

[91]

FN: falso negativo; FP: falso positivo; TC: tomografia compu-
tarizada VN: verdadero negativo; VP: verdadero positivo.

Los 11 falsos negativos resultaron posi-
tivos para malignidad en el diagndstico defi-
nitivo (carcinoma células acinares, carcinoma
mucoepidermoide, carcinoma indiferenciado tipo
linfoepitelioma, linfoma folicular, linfoma Hodgkin
esclerosis nodular). El falso positivo para maligni-
dad resulto ser un adenoma pleomorfo en el estudio
histopatoldgico.

De los 14 pacientes en los que el resultado
no fue concluyente, solo 1 fue diagnosticado de
malignidad finalmente (adenocarcinoma).
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La citologia por PAAF se realiz6 en el 76,1% de
la muestra (108 pacientes). No fue diagnéstica en
26 casos (3 por muestra insuficiente), con resultado
negativo para malignidad en 77 pacientes (71,3%)
y resultado positivo para malignidad en 6 (5,5%)
(Tabla 7).

La correlacion entre el diagndstico citologico
e histopatolégico se muestra en la Tabla 8. Hubo
una adecuada concordancia entre la citologia y el
diagnoéstico histopatoldgico en el 97,6% (81/83):
6 verdaderos positivos (citologia e histopatologia
positivas para malignidad) y 75 verdaderos nega-
tivos (citologia e histopatologia benignas).

La sensibilidad de la PAAF para el diagndstico
de malignidad fue de 75%, y la especificidad del
100%. El valor predictivo positivo para malignidad
fue de 100%, y el valor predictivo negativo, de 97%.

Los dos falsos negativos fueron diagnosticados
por PAAF de sialoadenitis linfoepitelial y adenoma

Tabla 6. Tabla de correlacion entre el diagndstico de
RMN frente al resultado histopatoldgico final.

Resultado de Diagndstico de referencia Total
RMN anatomopatologico
Benignidad Malignidad
Benignidad 55 (VN) 11 (FN) 66
Malignidad 1(FP) 2(VP) 3
Total 56 13 69

FN: falso negativo; FP: falso positivo; RMN: resonancia
magnética nuclear; VN: verdadero negativo; VP: verdadero
positivo.

Tabla 7. Resultados citolégicos de las muestras obtenidas
por puncion aspiracion con aguja fina.

pleomorfo y resultaron en un linfoma folicular y
carcinoma mucoepidermoide, respectivamente
(Tabla 9).

En los 26 casos en los que el diagndstico no
fue concluyente, 7 pacientes resultaron positivos
para malignidad en el estudio definitivo.

En el estudio anatomopatoldgico de la pieza
definitiva (Figuras 3 y 4), el 88% (125 pacientes)
presentaron enfermedad benigna como diagndstico
definitivo; 10 de ellos con afectacion no neoplasica
y 115 neoplasica. En este altimo grupo, el tumor
benigno mas frecuente fue el adenoma pleomorfo
(51,3%) seguido del tumor de Warthin (44,3%).

Del 12% restante (17 pacientes) que presenta-
ron resultado positivo para malignidad, la neoplasia
mas frecuente fue el linfoma no Hodgkin con un
35,3% (6 pacientes), seguido del carcinoma de
células acinares, mucoepidermoide, indiferenciado
de tipo linfoepitelioma y linfoma Hodgkin con un
11,8% cada uno.

Tabla 8. Tabla de correlacion entre el diagndstico
histopatoldgico y el diagndstico por puncién aspiraciéon
con aguja final.

Resultado de | Diagnostico de referencia Total
la PAAF anatomopatoldgico
Benignidad | Malignidad
Benignidad 75 (VN) 2 (FN) 77
Malignidad 0 (FP) 6 (VP) 6
Total 75 8 83

FN: falso negativo; FP: falso positivo; PAAF: puncién
aspiracion con aguja fina; VN: verdadero negativo; VP:
verdadero positivo.

Tabla 9. Errores diagndsticos de la citologia por puncién

Diagnostico PAAF | Frecuencia absoluta | Frecuencia relativa aspiracién en la glindula parétida.
i 0
Benigno 7 71,3% Diagnostico PAAF Diagnéstico histologico
1 0,
Maligno 6 >5% Falsos negativos Linfoma folicular
No concluyente 26 24,1% Sialoadenitis linfoepitelial
Total 108 100% Adenoma pleomorfo Carcinoma mucoepidermoide
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; m Adenoma pleomorfo
‘ Tumor de Warthin
m Adenoma monomorfo de
células basales
m Oncecitoma
Leyenda
i
mNaodulo infético

= Neoplasias malignas = Otras entidades benignas = Neoplasias benignas

Figura 3. Diagndstico histopatolégico (neoplasias benignas).

T mLinforna no Hodgkin
N

w Carcinoma de células
adinares

m Carcinoma indiferenciado de
tipo linfoepiteioma

w Linfoma Hodgkin

mAdenocarcinomaductal

m Carcinoma on coditico

m Carcinoma du ctal exadenoma

u Neoplasias malignas = Otras entidades benignas

= Neoplasias benignas

Figura 4. Diagnostico histopatoldgico (neoplasias malignas).

El 58,8% de los tumores malignos se dieron  diagnéstico de tumor de Warthin, la proporcién
en hombres. En cuanto a los tumores benignos, el fue de 4:1 con un 80,4% en varones.
61,6% eran hombres. La proporcion en cuanto a Solo un paciente tenia afectacion del nervio
sexo fue similar en el caso del adenoma pleomorfo  facial previo a la intervencion. Presentaron asime-
(50,8% hombres y 49,2% mujeres). En aquellos con  tria facial tras la intervencion 26 pacientes (17,4%):
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13 pacientes presentaron neuropraxia con reso-
lucién completa y el resto pardlisis permanentes
(en 3 casos en el contexto de tumores malignos en
los que se realizé parotidectomia suprafacial). En
cuanto a otras complicaciones relacionadas con la
cirugia, presentaron seroma el 8,5%, sindrome de
Frey el 2,8% y hematoma del lecho quirtrgico 2,1%.

DISCUSION

Segtin nuestros resultados, la PAAF es una
prueba de gran validez diagnodstica para descartar
malignidad en el estudio de masas parotideas.
Segun nuestros resultados, es més util cuando el
resultado es negativo (ausencia de malignidad) ya
que con un valor predictivo negativo del 97%, la
probabilidad de que finalmente exista malignidad
en la pieza es del 3% en nuestra muestra.

Si revisamos la literatura encontramos que la
sensibilidad de la PAAF oscila entre el 54 y el 98%,
y la especificidad, entre el 86 y el 100% [8-10]. En
nuestro estudio se han mantenido ambos rangos
con una sensibilidad del 75%, sin alcanzar en este
caso el 80%, y una especificidad del 100%. En el
metaanalisis realizado por Liu et al [11] la sensibili-
dad y especificidad de la PAAF se ubican alrededor
del 0,882 (IC 95% 0,509-0,982) y 0,995 (IC 95%
0,960-0,999), respectivamente, acercandonos a los
valores intermedios en el caso de la sensibilidad y
una mayor aproximacion en la especificidad.

Los valores predictivos también varfan segin
los distintos estudios, oscilando entorno al 84% el
valor predictivo positivo y 70-87% en valor predic-
tivo negativo [12-14]. En nuestro estudio, hemos
obtenido valores en rango superior con un valor
predictivo positivo del 100% y negativo del 97%.

Estas variaciones en cuando a datos se deben a
numerosos factores. En el caso del valor predictivo
positivo influye la prevalencia de la enfermedad; en
este caso de malignidad [1]. En nuestro estudio el
porcentaje de masas parotideas de caracter maligno
fue del 12%, un porcentaje bajo al tratarse de una
muestra no seleccionada. Aun asi, el alto valor
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predictivo positivo permite al clinico responsable
saber la adtitud a seguir con la tumoracién. Otros
factores que influyen en la variabilidad de resulta-
dos es la experiencia de técnicos y patélogos al igual
que la técnica utilizada (numero de pases, grosor
de la aguja...) [15]. En nuestra muestra, todos los
pacientes se realizaron PAAF guiada ecografica-
mente. Aun asi, el 24,1% result6é no concluyente
y solo en 3 casos por muestra insuficiente. Este
porcentaje no es despreciable y considerablemente
superior al encontrado en otros estudios publicados
en la literatura (3-9%) [16].

Nuestro porcentaje de falsos negativos fue del
2,6%. Los dos falsos negativos fueron diagnosti-
cados por PAAF de sialoadenitis linfoepitelial y
adenoma pleomorfo y resultaron en un linfoma
folicular y carcinoma mucoepidermoide, respec-
tivamente. En la literatura este porcentaje oscila
entre el 13-29% [3]. Aunque en nuestro estudio
el porcentaje sea menor, no podemos ignorar el
porcentaje de muestras no concluyentes respecto a
la literatura. Esto puede deberse a la ausencia de un
equipo especialista en glandulas en nuestro centro.
Ademis, los tumores malignos pueden resultar de
dificil diagndstico para los patélogos, sobre todo
para aquellos cuya experiencia sea limitada en este
campo, debido a la baja incidencia de estos y a la
variedad de patrones histologicos tan diversa que
se presentan con muy baja frecuencia [15].

En nuestra muestra, el 97,9% tenia estudio
radioldgico previo. Un 22,3% ecografia, 46% TAC
y 57,6% RMN. En los algoritmos diagnosticos
encontrados en la literatura apoyan el estudio
ecografico inicial siempre que no tengamos datos
de alarma de malignidad en la exploracién clinica
Si ocurre esto dltimo estaria indicado completar
el estudio con resonancia magnética (RM). La
tomografia computarizada (TC) también es util
para descartar afectacion dsea y extension local
[17]. Tanto la sensibilidad del estudio radioldgico
global como la especifica distinguiendo entre
TC y RM es baja respecto a los datos ofrecidos
por la PAAF (25, 33, 15,4% respectivamente). La
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especificidad global fue del 99%, el valor predictivo
positivo del 80% y el valor predictivo negativo del
89%. En la literatura, la sensibilidad y especificidad
de la RM oscila el 80 y 100%, respectivamente
[2]. En nuestro estudio la resonancia tenia una
especificidad del 98,2%, valor predictivo positivo
de 66,7% y valor predictivo negativo de 83,3%.
En cuanto a los 11 falsos positivos, 6 resultaron
ser linfomas. Este diagndstico no se encuentra en
muchos estudios similares en la literatura y podria
ser la causa de la baja sensibilidad radiolégica en
nuestro estudio.

Segtn otros estudios [17-18], la resonancia
magnética con difusiéon (DWTI) ha mostrado dife-
rencias estadisticamente significativas en los valores
de difusidn aparente entre los tumores parotideos
benignos (en especial adenomas pleomorfos) y
malignos. La RM funcional aporta mayor precision
diagnoéstica mediante estudios dindmicos con RM
en donde se describen distintos patrones de inten-
sidad de senal frente al tiempo (curvas dindmicas)
y el empleo secuencias de difusion y de valores del
coeficiente de difusion aparente, que definen de una
forma mads precisa al tipo de tumoracion.

CONCLUSIONES

La PAAF es una técnica sencilla de realizar, de
reducido coste, que aporta un diagndstico rapido y
ofrece mucha informacion sobre la actitud a seguir.
Aunque su utilidad se vea limitada por su baja
sensibilidad y alta tasa de falsos negativos; su alta
especificidad y, sobre todo, elevado valor predictivo
negativo, hacen de la misma una prueba bastante
precisa ante resultados negativos para malignidad
que justifican su uso de manera rutinaria ante una
tumoracion parotidea. Por otra parte, el estudio
radioldgico previo es ttil en el diagndstico de
extension y caracteristicas tumorales, aunque se
ve limitado por si solo en el diagndstico diferen-
cial de malignidad. La RM se ha convertido en la
modalidad de imagen de eleccion, cada vez mds se
destaca en la literatura la importancia de combinar
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secuencias morfoldgicas con imagenes funcionales.
Es util analizar la precision diagndstica de ambas
pruebas (citologicas y radioldgicas) combinadas.
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RESUMEN: Introduccion y objetivo: El término de segundo tumor primario (STP) es utilizado para
designar un nuevo cancer primario que se presenta en una persona a la que se le ha diagnosticado un cancer
previamente. Se considera que los STP se producen de forma independiente y no como resultado de un
resurgimiento o metastasis del tumor indice o primer tumor primario (PTP). El objetivo de este estudio
es investigar la prevalencia, factores de riesgo, localizacién y tratamiento de los STP, asi como el tiempo
transcurrido entre la aparicion de los tumores. Método: Se realiza un estudio retrospectivo descriptivo con
pacientes con diagnostico de STP entre enero del 2004 y diciembre de 2021 en el Hospital Universitario
de Fuenlabrada. Se analiz la prevalencia y localizacion de los STP, los factores de riesgo relacionados, el
tiempo entre la aparicion del PTP y el STP, el tratamiento del PTP y STP y su resultado. Resultados: Del
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SEGUNDOS TUMORES PRIMARIOS Y SUS FACTORES DE RIESGO EN PACIENTES CON TUMORES INDICE
DE CABEZA Y CUELLO
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total de 360 casos del registro de tumores, 73 pacientes (20,2%) fueron incluidos en el estudio por padecer
un STP. De los participantes, el 75% eran fumadores y el 46,6% bebedores. La mayor parte de estos pacien-
tes fueron tratados quirtrgicamente. Se observo que el PTP con mayor desarrollo de STP fue el de cancer
de laringe, siendo la supraglotis la sublocalizacién mas frecuente. E1 STP mas frecuente fue el carcinoma
epidermoide de pulmoén. Conclusiones: En nuestra serie los STP aparecen en el 20% de los pacientes con
tumores indice de cabeza y cuello. Son mas frecuentes tras el cancer de laringe, siendo la localizaciéon més
frecuente el pulmon. Tanto el tabaco como el alcohol juegan un papel importante en su desarrollo, acortando
el tiempo entre la aparicion de los tumores, ademas de poder aparecer recidivas, persistencias y metdstasis.

PALABRAS CLAVE: cancer de cabeza y cuello; segundos tumores primarios; primer tumor primario;
tabaco; factores de riesgo.

SUMMARY: Introduction and objective: The term second primary tumor (SPT) is used to designate a
new primary cancer that occurs in a person previously diagnosed with cancer. SPT are considered to occur
independently and not as a result of a resurgence or metastasis of the index tumor or first primary tumor
(FPT). The aim of this study is to investigate the prevalence, risk factors, location and treatment of STP, as
well as time elapsed between tumor occurrence. Method: A retrospective descriptive study was performed
including patients diagnosed with SPT between January 2004 and December 2021 at Hospital Universitario
de Fuenlabrada. The prevalence and location of SPT, related risk factors, time between the onset of FPT
and SPT, treatment of FPT and SPT and their outcome were analyzed. Results: From a total of 360 cases,
73 patients were included in the study because of SPT. 75% were smokers and 46.6% were drinkers. Most
of these patients were treated surgically. It was observed that the FPT with the highest development of
SPT was the larynx, with supraglottis being the most frequent sublocalization. The most frequent SPT was
epidermoid carcinoma of the lung. Conclusions: In our series SPT appear in 20% of head and neck tumors.
They are more frequent after laryngeal cancer, the most frequent location being the lung. Both tobacco and
alcohol play an important role in their development, shortening the time between the appearance of tumors,
in addition to the possibility of recurrence, persistence and metastasis.

KEYWORDS: head and neck cancer; second primary tumors; first primary tumor; tabacco, risk factors.

INTRODUCCION

El cancer sigue constituyendo una de las prin-
cipales causas de morbimortalidad del mundo.
Durante los tltimos afios, el nimero de canceres
diagnosticados en Espafia ha aumentado.

Esto es debido al aumento poblacional, el
envejecimiento de la poblacion y a la exposicion a
factores de riesgo (tabaco, alcohol, contaminacion,
obesidad y sedentarismo entre otros).

Los cénceres de cabeza y cuello (CCC) son
tumores relacionados con estos tltimos factores de
riesgo. Estos canceres engloban: senos paranasales,
nasofaringe, orofaringe (amigdala, paladar blando,
base de lengua), hipofaringe, laringe, cavidad oral
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(mucosa oral, encia, paladar duro, lengua y suelo
de boca) y glandulas salivales [1]. EI cdncer de
laringe es la segunda neoplasia mas frecuente del
tracto aerodigestivo superior, después del carci-
noma de la cavidad oral. En el 2020 se diagnosti-
caron 184.615y 377.713 nuevos casos en el mundo,
respectivamente. Su incidencia esta en descenso,
debido a la disminucién del habito tabaquico en
hombres [2, 3].

El tabaco aumenta el riesgo de tumores de
cavidad oral, orofaringe, hipofaringe y laringe
hasta 20 veces mas [1]. La duracién y magnitud
de su consumo se relaciona directamente con
el riesgo. Por otro lado, el alcohol multiplica el
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riesgo de cancer de laringe por cinco respecto ala
poblacion general, ademas de aumentar también
en orofaringe, hipofaringe y cavidad oral. El riesgo
aumenta si se asocia el consumo de tabaco, al
promover y aumentar las mutaciones y la proli-
feracion de estas células malignas [2, 4]. Existen
otros factores relevantes del CCC, como agentes
infecciosos (VPH, VEB), reflujo gastroesofagico,
dieta baja en fruta y verdura, radiacién o ciertas
ocupaciones (carpinteria, metalurgia) [5].

Asimismo, se ha objetivado que la incidencia
en hombres de este tipo de tumores es mas de
10 veces superior, en relacion con las mujeres
(debido al habito tabaquico) [2, 5]. No obstante,
esta habiendo un incremento en la incidencia en
estas ultimas por el importante aumento de taba-
quismo en estos anos [2].

Existen distintas opciones terapéuticas depen-
diendo del estadio del primer tumor primario (PTP)
de cabeza y cuello que presente cada paciente. Habi-
tualmente para tumores en estadios iniciales (I 'y
II) podra hacerse un tratamiento en monoterapia,
y los estadios avanzados (III y IV) requeriran el
diseno de un esquema terapéutico que incluya al
menos dos opciones entre cirugia, radioterapia y
tratamiento sistémico. La cirugia es una alternativa
terapéutica, segin localizacién y estadio tumoral. En
tumores localmente avanzados se trata de una cirugia
compleja. Por otro lado, la radioterapia (RT) es otra
de las opciones. Al irradiar una zona localizada, esta
destruye las células tumorales del area. Sin embargo,
tiene efectos secundarios como xerostomia, sangrado
de encias, dolor local, infeccién de boca, cambios
en voz, gusto y olfato y rigidez mandibular, entre
otros. La ultima de las opciones terapéuticas es el
tratamiento sistémico (TS) neodyuvante, adyuvante o
concomitante, generalmente asociada a RT (TS/RT).
En estos casos, se afiaden efectos secundarios como
anemia, trombopenia o neutropenia (por afectacion
de médula 6sea), alopecia, trastornos digestivos o
mucositis [2]. Con todas estas opciones terapéuticas,
el control local de los PTP ha mejorado y las recidivas
locales han disminuido al realizarse resecciones mas
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precisas y amplias, debido a la introduccién de nuevas
técnicas reconstructivas.

Sin embargo, en los tltimos afios se ha visto
un aumento de segundos tumores primarios (STP),
llegando a aparecer hasta en un 20-27% de los
pacientes con PTP de cabeza y cuello [4, 5]. Los STP
estan mds frecuentemente localizados en otras zonas
de cabeza y cuello, en pulmoén, en eséfago y en el
area colorrectal [4, 7]. El diagnéstico de un STP es
desmoralizador, tanto para el paciente como para el
médico que, tras superar un tratamiento que suele
ser dificil y obteniendo un control local adecuado del
PTP, ve como se frustran sus expectativas de vida, al
verse complicadas las alternativas terapéuticas [7].

Se ha objetivado una mayor incidencia de STP
en los varones de raza negra, mientras que no se ha
visto tal diferencia entre esta raza en mujeres [4].
Por otro lado, los fumadores son mas propensos a
desarrollar STP [9, 10]. Existen estudios que objeti-
van que dejar de fumar disminuye la probabilidad
de sufrir un STP [11], mientras que hay otros que
no han conseguido ver este resultado [12]. Ademas,
también se ha observado esta misma tendencia con
el alcohol [9, 11]. Teniendo en cuenta estos datos,
se ha visto que los pacientes fumadores y bebedores
tienen el doble de probabilidad de desarrollar un
STP en comparacién con los no fumadores y no
bebedores [3, 9, 13]. En un metandlisis se observd
que el riesgo relativo (RR) de desarrollar cancer
de laringe para fumadores es de 1,29 si beben 25
gramos de alcohol por dia, 1,88 si beben 50 gramos
de alcohol por dia y 2,72 si bebian 100 gramos de
alcohol por dia [14]. En definitiva, que, en pacientes
fumadores, a mayor consumo de alcohol, mayor
riesgo de presentar cancer de laringe.

El principal objetivo de este estudio es evaluar
la prevalencia, localizacién y tratamiento de los STP,
asi como los factores de riesgo en el desarrollo de
estos tras el tratamiento y resolucion de un PTP de
cabeza y cuello. El objetivo secundario consiste en
el andlisis del tiempo transcurrido entre la apari-
cién de los tumores y prevalencia de las metastasis,
recidivas y persistencias.

Rev. ORL, 2023, 14, 2, 97-108



SEGUNDOS TUMORES PRIMARIOS Y SUS FACTORES DE RIESGO EN PACIENTES CON TUMORES INDICE
DE CABEZA Y CUELLO

GOMEZ-CABEZA A, MIRANDA-SANCHEZ E, MARTINEZ RUizZ-COELLO M ET AL.

MATERIAL Y METODO

El protocolo de esta investigacion fue aprobado
en enero de 2022 por el Comité Etico de Investiga-
ciéon de Medicamentos del Hospital Universitario
de Fuenlabrada. Se realiz6 un estudio retrospec-
tivo descriptivo recogiendo datos de pacientes del
Hospital Universitario de Fuenlabrada que fueron
diagnosticados de un PTP a partir de enero de 2004
y que desarrollaron un STP desde ese afio hasta
diciembre de 2021.

Para seleccionar a los pacientes se utilizaron los
siguientes criterios de inclusion: pacientes mayores de
18 afios, tener un diagnostico confirmado de CCC,
seguido en el Registro de Tumores de Cabeza y Cuello
del hospital, y tener un STP con distinta localizaciéon
al PTP. El diagnéstico del STP se bas en los criterios
de Warren y Gates de la siguiente manera: el segundo
tumor tenia que ser diferente histopatoldgicamente
0, en caso del mismo tipo, estar separado anatomi-
camente por mas de 2 cm de mucosa normal, o silos
tumores estan en la misma localizacién, producirse
mads de 5 anos después del tratamiento del tumor
primario; la posibilidad de metastasis a distancia
debia excluirse histolégicamente [15]. Los criterios
de exclusion fueron los siguientes: pacientes menores
de 18 afios, tumores anteriores o concurrentes loca-
lizados fuera de la zona de cabeza y cuello, tumores
no epidermoides, tumores de origen desconocido,
tumores recidivantes en la misma zona de cabeza y
cuello previos a dos afios tras tratamiento, tumores
persistentes en la misma zona de cabeza y cuello
previos a dos afos tras tratamiento.

Los datos recogidos fueron los siguientes: edad,
sexo, raza, antecedentes personales, antecedentes
tamiliares ORL, TNM del PTP y STP, grado de
diferenciaciéon anatomopatoldgica del PTP y STP,
fecha de diagnostico del PTP y STP, tiempo diag-
nostico entre primer y segundo tumor primario,
existencia de metastasis, tratamiento (cirugia con
radioterapia sistémica neo/adyuvante, radioterapia,
terapia sistémica) del PTP y STP, y su resultado
(ganglios afectos; respuesta libre de enfermedad,
persistencia, recidiva, muerte).
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RESULTADOS

Del total de 360 pacientes del registro de CCC,
73 pacientes (20,2%) presentaron un STP y fueron
incluidos en el estudio (65 hombres y 8 mujeres).
La edad media de diagndstico del PTP fue de 60,09
anos (DE+/-9.80). La localizacién mas frecuente
del PTP en hombres fue la laringe (47,8%) mien-
tras que, en las mujeres, la cavidad oral y la laringe
fueron igual de frecuentes (37,5%).

En ambos sexos, la mayoria eran fumadores
(75%, tanto de hombres como de mujeres). E120,5%
eran exfumadores, mientras que solo el 4,1% fueron
no fumadores. En el caso del alcohol, el 46,6% eran
bebedores, el 17,8% exbebedores, el 28,8% decian
no beber alcohol y el 6,8% no contesto. El 43,8%
eran fumadores y bebedores.

El 23,3% de los STP fueron diagnosticados
con un estadio T1, el 26% un T2, el 26% un T3 y el
23,3% un T4. En cuanto al cuello, todos los pacien-
tes en estadio T'1 fueron NO, mientras que el 52,6%
delos T2 era N+, el 52,6% en los T3 y el 76,5% en
los T4. Ninguno de los T1 desarrollé metéstasis
ganglionares regionales (N+) o a distancia (M+),
mientras que el 5,2% de los T2, el 10,5% de los
T3 y el 5,9% de los T4 desarrollaron metéstasis a
distancia (Tabla 1).

El tratamiento del STP al que fueron sometidos
los distintos pacientes fue diferente dependiendo
de la localizacién y la afectacion. Un total de 49
pacientes recibieron tratamiento_quirurgico. De
los pacientes operados, 28 (57,1%) no necesitaron
tratamiento complementario; 7 fueron tratados con
RT y el resto con TS-RT. Solo hubo 1 paciente que
recibié RT como tnica terapia del STP. Un total de
23 pacientes recibieron TS-RT como tratamiento
del STP, de los cuales un 21,7% necesito cirugia de
rescate (5/23), bien por persistencia local mediante
laringuectomia total (4/5; 80%) o regional mediante
vaciamiento funcional cervical bilateral (1/5; 20%)
(Tabla 2).

De todos los pacientes tratados, 15 recidiva-
ron: de ellos, 12 pacientes habian sido tratados
mediante cirugia (4 de cancer en cavidad oral, 1
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Tabla 1. TNM primer tumor primario.

Tl T2 T3 T4
(n=17) (n=19) (n=19) (n=17)

NOMO 17 9 9 4
NIMO 2 2 2
N2Mo 7 7 10
N3Mo - -
NOM1 - -
NIM1 - -
N2M1 1 2 -
N3M1 - 1

en labio y 7 en laringe) y 3 mediante TS-RT (hipo-
faringe, laringe y multicéntrico). Ademds, hubo
10 pacientes con persistencia: 4 tras ser tratados
mediante cirugia (cdncer de laringe, pulmon, piel
de pabelldn auricular y tiroides) y 6 tras ser trata-
dos mediante TS-RT (2 de cancer de cavidad oral,
2 de cancer de orofaringe y 1 de cancer de cavum
y de laringe) (Figura 1). Al final del seguimiento,
tras una media de 4.6 anos, de los 73 pacientes, 43
(58.9%) habian fallecido.

Se observo que la mayor parte de los STP
fueron precedidos por un PTP en laringe (46,6%),

Tabla 2. Tratamiento del primer tumor primario y sus resultados.

Pacientes (n=73)
Tratamiento CIRUGIA RT TSRT (n=23)
(n=49) (n=1)
Bordes Libres (n=35) Préximos Afectos (n=14)
(n=1)
Tratamiento No (n=28) 21 (75%) 7 (25%) 1
complementario
RT (n=6) 4 1 1 :
Radioyodo (n=1) 1(100%) - -
TSRT (n=14) 8 (57,1%) 6 (42,9%) -
Cirugia de rescate No (n=18) 18 (78,3%)
Si (n=5) 5(21,7%)

/ 15 pacientes con recidiva

12 pacientes tratados

con

3 pacientes tratados con

/ cirugia \ / TSRT \
| 4 cavidad oral | I 1 labio | 7 laringe | 1 hipofaringe | | 1 laringe | I 1 multicéntrico I

4 pacientes tratados con

cirugia

ed

/

N

N

1 piel pabellén
auricular

/l 10 pacientes con persistencia

6 pacientes tratados con

s
/ J TSRT :

ey

1 tiroides

2 orofaringe

1 cavum

| 2 cavidad oral | I I 1 laringe

Figura 1. Recidivas y persistencias segtin tratamiento de 73 pacientes: 15 tuvieron recidiva (20,5%); 10 tuvieron persis-

tencia (13,7%).
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siendo la supraglotis la sublocalizacién mas
frecuente (27,2%). El STP mas frecuente fue el
carcinoma epidermoide de pulmén (10/73, 13,7%),
precedido de un PTP en supraglotis. En la Tabla
3 (Anexo 1) se pueden observar los distintos STP
que se desarrollaron.

De los 73 pacientes que desarrollaron un STP,
22 desarrollaron un tercer tumor primario (30,1%),
siendo el 45,5% (10/22) del 4rea de cabeza y cuello
y el 54,5% (12/22) de otras areas; nuevamente, el
mas frecuente fue el carcinoma epidermoide de
pulmén (22,7% de los pacientes que desarrollaron
un tercer tumor primario). Dentro del drea de
cabeza y cuello, los terceros tumores primarios
mas frecuentes se desarrollaron en cavidad oral
(18,2%), siendo tres de ellos en lengua y uno en
suelo de boca; seguidos de hipofaringe (13,6%),
orofaringe (9%), y labio (4,5%). Fuera del area
de cabeza y cuello, el mas frecuente fue pulmon
(22,7%) seguido de esofago (9%), hepatocarci-
noma, pabellén auricular, timoma, colon y vejiga
(4,5% cada uno). Solo un 2,7% (2/73) desarrollo
un cuarto tumor primario, siendo en ambos casos
cancer de esofago.

El tiempo transcurrido entre el diagnéstico del
PTP y STP viene representado en la Figura 2. Varia
desde pocos meses hasta 17 afos, siendo la media
de este tiempo 3,72 y la mediana 3 afios. La mayor
parte de los pacientes (38,4%) fue diagnosticado
del STP varios meses después del diagndstico del
PTP (0-1 afio); un 6,8% a los dos aflos; un 11% a
los tres afios; un 6,8% a los cuatro afos; un 8,2%
a los cinco afos; un 6,8% a los seis afios; un 9,6%
a los siete afios; y un 1,4% tanto a los ocho como a
los nueve, doce, trece, catorce y diecisiete afios de
seguimiento.

DISCUSION

El término de STP es utilizado para designar
un nuevo cancer primario que se presenta en una
persona a la que se le ha diagnosticado un cancer
previamente. Se considera que los STP se producen
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de forma independiente y no como resultado de
un resurgimiento o metastasis del PTP.

En la literatura, la incidencia de STP tras un
PTP de cabeza y cuello es variable. En la revisién de
Coca-Pelaez et al. [3], con un seguimiento minimo
de 22 meses, la incidencia media fue del 13,2%
(IC 95% 11,56-14,84). En una revision realizada
por Alvarez et al. [7] en el 2006 se observé una
frecuencia de STP del 11%, mientras que en la
muestra de Herranz et al. [16] en 2015 se observo
que el 15% de los pacientes con PTP desarrolla-
ron posteriormente STP. Asi mismo, en estudios
recientemente realizados por Ledn et al. [17] en
2020 y por Arie et al. [18] en 2021 el 27% y 17%
presentaron STP respectivamente. En nuestro
estudio, un 20% de la muestra presenté STP. Esta
variabilidad puede deberse a las diferencias en
el tiempo de seguimiento, caracteristicas de la
muestra e incluso lugares donde se desarrolld la
investigacion. Aunque, por otro lado, creemos que
el aumento progresivo de la incidencia a lo largo
de los afios de STP es debido a las mejoras en la
deteccién precoz, los avances en el manejo diag-
ndstico y terapéutico de los pacientes con céncer,
lo cual ha generado un incremento en el control
locorregional en pacientes con CCC dando lugar
a un aumento del tiempo de seguimiento de esta
poblacién, propiciando que a muchos pacientes
se les diagnosticara un STP [19, 20], con una inci-
dencia anual de 3,5%/afo [17] .

En nuestro estudio se observé que la localiza-
cion mas frecuente del STP en hombres es la laringe
(47,8%), mientras que en las mujeres la cavidad oral
y la laringe son igual de frecuentes (37,5%). Estos
resultados coinciden con Sturgis et al. [5] quienes
objetivaron la diferencia entre la incidencia de
las distintas localizaciones dependiendo del sexo,
siendo el cancer de laringe en hombres tres veces
mas frecuente que en mujeres, mientras que en el
caso de cancer de orofaringe y cavidad oral es solo
el doble. Creemos que esto es debido a que, con
el paso del tiempo, el tabaquismo ha aumentado
entre las mujeres y con ello la incidencia de este
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Figura 2. Tiempo transcurrido entre el primero y segundo tumor primario.

tipo de canceres, haciendo que la diferencia entre
hombres y mujeres disminuya.

Por otro lado, Alvarez et al. [7] observaron
que la localizacion del PTP mas frecuentemente
asociado al desarrollo de un STP es el drea supra-
glética (21%), al igual que en nuestro estudio donde
la mayor parte de los STP vienen precedidos por
un PTP en laringe (46,6%) siendo la supraglotis la
sublocalizacion mas frecuente. Por el contrario, en
la serie publicada por Herranz et al. [16], se sefiala
lalaringe como la localizacién con menor riesgo de
STP (11%), similar a la publicada por Chuang et al.
(14%) [21]. La localizacién del tumor indice es un
factor importante, pero su impacto sigue siendo
dificil de analizar debido a los datos contradictorios
encontrados en la literatura.

En nuestro estudio la localizacién mas
frecuente de STP es el pulmon, respaldando los
resultados de distintos estudios [7, 18, 19], donde
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dicha localizacion resulta ser la més frecuente. La
mayor parte de nuestra muestra eran pacientes
fumadores o exfumadores, por lo tanto; teniendo
mayor riesgo de desarrollar este tipo de neoplasia.
Se han propuesto distintas teorias para explicar
el desarrollo de STP, entre ellas la teoria del clon
mutagénico, donde las técnicas moleculares como
el andlisis del cariotipo, el analisis de microsatélites,
el cribado de mutaciones en el p53 y los estudios
de inactivacion del cromosoma X, han afinado atin
mas la relacion entre estas lesiones. La dificultad
radica en que no se conocen todas las mutaciones
genéticas que intervienen en el desarrollo del cancer
y pueden cambiar a medida que el cdncer progresa.
Los estudios indican que una parte significativa de
los STP estan relacionados genéticamente [22]. Por
otro lado, tenemos la teoria de cancerizacién de
campo propuesta por Slaughter et al. en 1953 [23],
segtin la que los efectos carcinogénicos del tabaco y
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alcohol serian los que promueven el desarrollo de
lesiones premalignas, una de las cuales surge el PTP
y otras se convertirdn posteriormente en STP. Es
decir, un paciente con diagnostico de CCC alberga
células premalignas en las vias aerodigestivas.
Dado que los pulmones forman parte del tracto
aerodigestivo estan sujetos a los mismos efectos
peligrosos del tabaco y alcohol. Por lo tanto, la
teoria de la cancerizacion del campo se aplica para
esta localizacion [18, 24].

Respecto al tiempo transcurrido entre el PTP
y el STP, en nuestro estudio, la media de tiempo
transcurrido entre ambos diagnésticos fue de 3,72
afos, siendo este tiempo menor para los fumado-
res que para los no fumadores. Catigliano et al.
observaron que conforme aumentaba el consumo
de cigarrillos, este tiempo disminuia [11]. El factor
de riesgo por excelencia en el desarrollo de estos
tumores es el tabaco, objeto de discusion de varios
articulos [8, 12, 16, 25]. Hemos podido confir-
mar esta hipodtesis, al observar que el 75,3% de
los pacientes son fumadores y solo el 4,1% nunca
habian fumado. Este vinculo se observa en ambos
sexos. Asimismo, se ha observado que el hecho de
dejar de fumar no exime de presentar este tipo de
tumor [10, 11], pero si disminuye la incidencia [10].

El alcohol, aunque en menor medida, es otro
de los factores de riesgo mas importantes, como
bien hemos constatar, el 71,2% de los pacientes
son bebedores o exbebedores. Adema4s, la combi-
nacion de estos dos factores de riesgo potencia los
efectos nocivos de ambas sustancias, haciendo que
aumente la probabilidad de desarrollar este tipo de
canceres [9, 25]. En nuestro estudio el 43,8% de los
pacientes que desarrollaron un STP son bebedores
y fumadores.

En nuestro estudio, no fue posible analizar la
relacion del VPH del PTP con el riesgo de aparicion
de STP. Sin embargo, respecto al estado del VPH,
Martel et al. [26] ha informado que los pacientes
con cancer orofaringe VPH positivo tienen un
menor riesgo de aparicion de STP que los pacien-
tes VPH negativos, especialmente en aquellas
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localizaciones relacionadas con el consumo de
alcohol.

Finalmente, Coca-Peldez et al. [3] realizaron
una revision sistematica concluyendo que los STP
afectan significativamente el pronoéstico de los
pacientes con PTP, por lo que el seguimiento de
estos pacientes deberia incluir el cribado de STP,
siendo la zona de pulmon, cabeza y cuello las zonas
mas afectadas. El seguimiento de los pacientes
con carcinoma de cabeza y cuello deberia incluir
un examen completo que incluya laringoscopia
flexible y la consideracion de imagenes de térax en
los grupos de riesgo. En nuestro hospital segtin la
evidencia, se lleva a cabo un seguimiento estricto
de todos los pacientes con PTP.

Limitaciones del estudio. En este estudio, no
fue posible analizar la relacion del VPH con el
riesgo de aparicion de STP, ya que, durante todo el
periodo del estudio, no en todos los pacientes con
carcinoma de orofaringe y cavidad oral se extrajo
este dato de las muestras de anatomia patologica.

CONCLUSIONES

Los STP se desarrollan en mas del 20% de los
pacientes con tumores de cabeza y cuello, siendo la
laringe la localizacién mas habitual del PTP seguido
de un STP en cabeza y cuello o pulmoén. El efecto
cancerigeno del tabaco es el factor de riesgo mas
importante en el desarrollo de tumores de cabeza
y cuello y en sus STP, efecto que se ve potenciado
si se agrega el alcohol. Debido al hébito tabaquico,
existe una gran diferencia entre la incidencia de STP
entre hombres y mujeres, aunque esta diferencia
cada vez es menor. El desarrollo de un PTP en el
area de cabeza y cuello hace que eventualmente
aparezca un STP. Este es un estudio en el que se
evalda, no solo las localizaciones mds frecuentes
y los factores de riesgo mas importantes para el
desarrollo de STP sino también el tiempo entre
el desarrollo de ambos tumores y el desarrollo de
recidivas, persistencias y terceros y cuartos tumores
primarios.
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RESUMEN: Introduccién y objetivo: La trisomia 21 es la alteracion cromosémica mas frecuente
que a consecuencia del incremento experimentado en su esperanza de vida, requiere unos cuidados mas
especializados. Las manifestaciones de la esfera ORL representan un foco dominante de morbilidad. Los
problemas auditivos son mas habituales que en el resto de poblacion, pudiendo mediatizar la evolucién
educativa y social, afectando su calidad de vida. El objetivo de este trabajo ha consistido en analizar los
resultados del seguimiento otoldgico y auditivo de los nifios con sindrome de Down (SD), evaluados en
el Servicio de ORL del Hospital Clinico Universitario de Valladolid (HCUV). Método: Estudio longitudi-
nal prospectivo/retrospectivo de 83 nifios con SD que acudieron a consulta de hipoacusia infantil entre
los afios 1993 y 2021. Resultados: Detectamos un 66% de malformaciones de oido externo. La patologia
de oido medio estuvo presente en el 93%. Se objetivo hipoacusia en el 61%, siendo bilateral en el 78%. El
87% de las diagnosticadas, son de grado leve/moderado y el 6% profundo. La hipoacusia mixta fue el tipo
mas frecuente, seguida de la neurosensorial. Se realiz6 cirugia ORL al 62%, destacando la adenoidectomia.
Discusion: El seguimiento ORL recomendado para los nifios con SD resulta una tarea dificil de organizar,
donde se impone desarrollar una planificacion especifica, que lo haga posible en nuestro sistema publico
de salud. Conclusiones: Dada la frecuencia e importantes repercusiones de las alteraciones auditivas en los
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SEGUIMIENTO OTOLOGICO EN NINOS CON SINDROME DE DOWN

BENITO-OREJAS JI, LOSADA-CAMPA ], GONZALEZ-SOSTO M ET AL.

ninos con SD, es fundamental la identificacién precoz y el seguimiento indefinido, para intentar favorecer
su correcto desarrollo.

PALABRAS CLAVE: Sindrome de Down; trisomia 21; nifios; otorrinolaringologia; hipoacusia; otitis
media.

SUMMARY: Introduction and objective: Trisomy 21 is the most frequent chromosomal alteration
and, because of the increase in life expectancy, requires more specialized care. Ear, nose, and throat (ENT)
manifestations are a dominant focus of morbidity. Hearing problems are more common when compared
to the rest of the population and can impact educational and social development, affecting their quality of
life. The aim of this study was to analyze the results of the otological and auditory follow-up of children with
Down syndrome (DS), evaluated in the ENT Department of the Hospital Clinico Universitario de Vallado-
lid (HCUV). Method: Prospective/retrospective longitudinal study of 83 children with DS who attended
consultation for childhood hearing loss between 1993 and 2021. Results: We detected 66% of external ear
malformations. Middle ear pathology was present in 93%. Hearing loss was found in 61%, being bilateral
in 78%. Of those diagnosed, 87% were mild/moderate and 6% were profound. Mixed hearing loss was
the most frequent type, followed by sensorineural hearing loss. ENT surgery was performed in 62%, with
adenoidectomy being the most frequent. Discussion: ENT follow-up recommended for children with DS
is a difficult task to organize, as it is necessary to develop specific planning to make it possible in our public
health system. Conclusions: Given the frequency and important repercussions of hearing impairment in
children with DS, early identification and indefinite follow-up is essential to try to promote their correct

development.

KEYWORDS: Down syndrome; trisomy 21; children; otolaryngology; hearing loss; otitis media.

INTRODUCCION

La trisomia 21 (un cromosoma adicional
en el par 21) es la alteracién cromosdémica mas
frecuente (OMIM#190685) vy la principal causa
de discapacidad intelectual [1]. Con una preva-
lencia estimada en torno a 1/700 recién nacidos,
se esta observando una importante reduccién en
los dltimos afios [2]. En la actualidad unas 35.000
personas en Espafia y mds de 6 millones en el
mundo tienen sindrome de Down (SD) [3]. La vida
de estas personas ha cambiado radicalmente en las
ultimas décadas, incrementindose su esperanza
de vida de 25 a 60 afios y mejorado igualmente
la calidad, con buenos niveles de funcionalidad y
autonomia individual; al abandonar las institucio-
nes e integrarse en los colegios y en la comunidad
[4-6]. Este aumento de las expectativas, precisa
acompanarse de unos cuidados mas especiali-
zados [5, 7].

Ediciones Universidad de Salamanca / €283
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ElSD lleva el nombre del médico inglés que lo
describi¢ inicialmente (John Langdon Down) en
1866 y viene definido por un conjunto de sinto-
mas y signos que aparecen de forma conjunta,
conformando un patrén identificable. En 1959
los genetistas Jérome Lejeune en Francia y Marthe
Gautier en el Reino Unido, asociaron de forma
incontrovertible el SD con la presencia de tres
cromosomas 21, descartando a la sifilis como
origen de la enfermedad. Los pacientes se carac-
terizan por presentar discapacidad cognitiva,
hipotonia e hiporreflexia, hiperlaxitud articular,
cara de apariencia peculiar... La importancia del
area otorrinolaringolégica (ORL) viene determi-
nada por su implicacién en el habla, la audicion,
la respiracion y la deglucién. Una encuesta de
pacientes sobre el SD, revelaba que el 50% acudian
regularmente a consulta de ORL [8]. La patologia
ORL que nos vamos a encontrar esta condicionada
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por las variaciones estructurales del desarrollo
craneal (especialmente del bloque medio-facial),
por el déficit funcional del sistema inmunitario y
por las alteraciones de la audicion [7].

Los nifios con SD tienen mayor predisposicion
de padecer patologia otoldgica [9]. Este riesgo no
se resume Unicamente en una prevalencia mas
alta, sino en una edad de comienzo mas precoz,
un curso mas prolongado y un mayor niimero de
complicaciones, comparativamente al resto de la
poblacién [10]. La prevalencia de la hipoacusia
congénita también es superior, asi como la de
aparicion tardia [11]. Por tanto, los problemas
auditivos, transitorios o permanentes, son mas
frecuentes, pudiendo mediatizar la evolucion
educativa y social, afectdndose su calidad de
vida [7].

El objetivo de este estudio ha consistido en
analizar los resultados del seguimiento otolégico
y auditivo de los niflos con SD que acudieron
a nuestro Servicio de ORL del Hospital Clinico
Universitario de Valladolid (HCUYV), durante los
ultimos 29 anos, poniendo especial énfasis en deter-
minar la incidencia de hipoacusia “permanente”
en esta poblacién.

<1 afio

Edad de 12 consulta

E]Jjjjl

la2afios 2a3afios 3adafios 5alOafios >10afios

MATERIAL Y METODO

Este trabajo ha sido aprobado por el Comité de
Etica e Investigacion del Area de Salud del HCUV
(PI 22-2591). Se trata de un estudio longitudinal
prospectivo/retrospectivo del seguimiento realizado
en el Servicio ORL de un hospital de tercer nivel
(HCUV) por uno de los autores, de 83 nifios con
SD que acudieron a consulta de hipoacusia infantil,
desde el afio 1993 al 2021 y de los datos introdu-
cidos tras una revision actual de sus historiales.

Durante estos 29 afios hemos ido almacenando,
respetando la confidencialidad, en una base de
datos Microsoft Access, la informacion de:

1-  Losnifos evaluados con SD, que procedian
del cribado auditivo, unos por ser “No
Pasa” en las pruebas correspondientes y
otros por estar incluidos en el grupo de
riesgo de hipoacusia postnatal,

2-  Los procedentes de otras provincias, al ser
nuestro Servicio, centro de referencia de
hipoacusia infantil y

3-  Los que nos remitia la asociacion de fami-
lias con SD de Valladolid (ASDOVA).

Figura 1. Distribuciéon por edad de los nifios con SD en seguimiento
durante al menos 5 aflos (n=44). Los nifios en quienes la primera visita
se realizé con menos de 2 afos son 26 (19 con menos de 1 afio y 7 entre

1y 2 afos).
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Los datos registrados, ademas de los demogra-
ficos generales incluian: fecha y edad de 1° consulta,
procedencia (Valladolid ciudad, provincia u otra
ciudad), patologia asociada general y otologica,
pruebas audioldgicas realizadas (impedanciometria,
otoemisiones acusticas -OEA-, potenciales evocados
auditivos tronco cerebral -PEATC-, de estado estable
-PEAee-, audiometria conductual por refuerzo visual
-ARV-, audiometria tonal liminal -ATL-) presencia
de hipoacusia en funcién del oido (derecho, izquierdo
0 ambos), del tipo (neurosensorial -HNS-, transmi-
si6n o mixta), del grado (leve (20-40 dB), moderado
(41-70 dB), severo (71-90 dB) y profundo (> 91 dB)),
y de la evolucidn (estable, progresiva, fluctuante),
adaptacion de protesis auditiva (edad y tipo), patolo-
gfa de oido medio (otitis media serosa -OMS-, otitis
media aguda de repeticion, otitis crénica simple, otitis
colesteatomatosa), cirugias relacionadas (adenoidec-
tomia, amigdalectomia, drenajes transtimpanicos
-DTT-, miringo-osiculoplatia, cirugia del colestea-
toma), aios de seguimiento, resultado del cribado
auditivo, fecha de tltima consulta y pérdida de segui-
miento, con una ventana donde en cada paciente se
referian un conjunto de observaciones especificas.

POBLACION DE ESTUDIO

Los datos generales se obtuvieron de los 83
nifios que forman nuestra poblacién global.

Para intentar determinar con mayor precision
la frecuencia y caracteristicas de la hipoacusia
permanente en los niflos con SD, seleccionamos
de este grupo global, a aquellos que tuvieran un
periodo de seguimiento de al menos 5 afios (44
nifios), de los que 26 realizaron su primera visita
con menos de 2 aios. Hemos diferenciado en los
resultados a estos 2 grupos (grupo general de 44
nifios y subgrupo de 26 nifios), para comparar la
incidencia de la patologia otoldgica y de la hipoa-
cusia (Figura 1 y Tabla 1 -Anexo 1-).

RESULTADOS

E1 63% de los nifios estudiados con SD (N= 83)
en el periodo comprendido entre 1993 y 2021,
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fueron varones, procedentes en el 88% de Valla-
dolid y provincia. Al menos en 16 nifios (19%),
registramos su nacimiento en el HCUV, de los que
un 25% (4/16) fue “No Pasa” en el cribado auditivo
neonatal (con PEATC automdticos). Un 29% (24
nifnos) se perdié durante el seguimiento. El 77%
eran menores de 5 afos en la primera consulta y
un 41%, con menos de un ano. El 65% presentaba
enfermedades asociadas (hipotiroidismo -42%-,
alteraciones cardiacas -37%-, seguidas de patologia
ocular y muasculo-esquelética).

Con el propdsito de definir con mayor preci-
sion la hipoacusia permanente, descartando los
procesos intercurrentes y transitorios, las alteracio-
nes auditivas sélo se valoraron en aquellos nifos
con SD que hubieran sido revisados en consulta
durante al menos 5 afos (44 ninos, cuya edad media
al finalizar el seguimiento era de 20,4 afios). E1 59%
de esta muestra se empez6 a evaluar con <2 anos
(26/44, cuya edad media al final del seguimiento
era de 14,9 afios); el 25% entre 2 y 10 aflos (11/44)
y un 16% con mas edad (7/44)) (Figura 1). A1 46%
de la poblacion la hemos seguido durante mas de
10 afios y al 43% entre 1y 10 afos.

Detectamos un 66% de malformaciones de
oido externo. La patologia de oido medio estuvo
presente en el 93%, destacando la OMS (Tabla 1
-Anexo 1-).

Realizamos pruebas auditivas al 93%, diagnos-
ticando la presencia de hipoacusia en el 61% de los
nifios, que fue bilateral en el 78% de los afectados
(la incidencia global de hipoacusia bilateral en los
ninos con SD es del 48% y del 13,6% la unilateral).
E1 87% de las hipoacusias detectadas, son de grado
leve/moderado y el 6% de grado profundo. La inci-
dencia de la hipoacusia leve en los nifios con SD
es del 26%, del 21% para la moderada y del 6,8%
para la severa/profunda (Tabla 1 -Anexo 1-). La
edad de deteccion de la hipoacusia se muestra en
la Figura 2, donde cabe destacar que el 53% de los
menores de 5 aios tiene hipoacusia permanente.

El tipo de hipoacusia mds frecuente fue la
mixta (48% de todas las hipoacusias), seguida por la
HNS (35%). La incidencia de la hipoacusia mixta en
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I El 53% de menos de 5 afios, tienen hipoacusia permanente |

<1afo

1a 5 afios

Grupos de edad|

D DIAGNOSTICADOS DE HIPOACUSIA

[ (T3
S5l

5a 10 afios

> 10 afios

£ TOTAL DE NINOS VALORADOS

Figura 2. Porcentaje de nifios diagnosticados con hipoacusia “permanente”
(n=27) en los diferentes rangos de edad. Seguimiento > 5 afios (n= 44).

la poblacion estudiada de nifios con SD es del 26%,
HNS (19%) y transmision (9%) (Tabla 1 -Anexo
1-). E1 88% de las hipoacusias de transmision son
de caracter leve, el 83% de las mixtas son de grado
leve/moderado y el 53% de las HNS son también
leves (aunque 2 de las 3 hipoacusias profundas son
HNS). Las 6 hipoacusias unilaterales detectadas,
son de caracter leve/moderado.

La adaptacion protésica con audifonos se
llevé a cabo en el 48% de los nifios con hipoa-
cusia (13/27); recibiendo un 11% una protesis
osteointegrada (3/27) y un 4% un IC (1/27) (Tabla 1
-Anexo 1-).

De los 4 nifios que fueron “No Pasa” en el
cribado auditivo, 2 presentaban audicién normal
y el motivo del “No Pasa” era una OMS; uno
mostraba una hipoacusia leve de un lado, con
adaptacion protésica actual; y al cuarto nifio, con
factores de riesgo neonatales de hipoacusia, le
diagnosticamos una hipoacusia profunda bilateral,
adaptandole un implante coclear en cada oido, al
afio y medio de edad. Es decir, la incidencia de
hipoacusia congénita es del 12,5%.

Se realiz6 cirugia ORL al 62%, destacando en
frecuencia, la adenoidectomia y la colocacién de
DTT, con una tasa de reintervenciéon en ambos
casos, de alrededor del 25% (Tabla 1 -Anexo 1-).
La incidencia de colesteatoma fue del 6,8% y los
3 pacientes fueron intervenidos quirdrgicamente.

Ediciones Universidad de Salamanca / €283

[113]

DISCUSION

Cada persona con SD es tnica, de modo que
tanto sus potencialidades como sus problemas,
abarcan un espectro muy amplio y muy distinto
de unos individuos a otros [7].

Dada la enorme frecuencia de patologia otold-
gica (93%) y auditiva (61%) que hemos detectado
en esta poblacidon, consideramos absolutamente
necesario el seguimiento ORL, para evitar, en lo
posible, las repercusiones anadidas en su desarrollo
general y condiciones de vida.

La literatura indica que la hipoacusia tempo-
ral causada por OMS, puede llegar a afectar al
93% de los nifios con SD al afio de edad (de
acuerdo con nuestros resultados) y al 68% a los
5 afios [12], motivo por el que, coincidiendo con
otros autores [6], hemos considerado que este
periodo de al menos 5 afios, era un tiempo sufi-
ciente, para poder conocer con mayor precisiéon
el estado auditivo “definitivo” del niilo, libre de
sus procesos de oido medio. Pero a la mayor parte
de estos nifos les hemos seguido durante mucho
mas tiempo (media de edad al finalizar el estudio
de 20,4 afios) lo que nos ha permitido realizar
pruebas auditivas objetivas y de comportamiento,
ARV y ATL, pudiendo disponer de resultados
audiométricos fiables de una posible hipoacusia
permanente.
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Si comparamos los resultados (Tabla 1 - Anexo
1-) del grupo general de 44 nifios con el subgrupo
de 26, cuya primera visita se realizé con menos de
2 aflos, vemos que son muy parecidos. Sélo destaca
la incidencia de OMS y de OMA de repeticién en
el grupo evaluado precozmente, lo que confirma
la mayor prevalencia de esta patologia en los 2
primeros afos de edad.

Como a continuacion explicaremos, el segui-
miento periddico, clinico y audiolégico, del nino
con SD, representa un reto para el ORL y la familia.
Pero resulta aun mas dificil, saber escoger las
mejores opciones terapéuticas, especialmente
durante los primeros afios de vida [13].

La exploracion de los oidos de un nifio con SD
es compleja, a través de un conducto que suele ser
muy estrecho, en mas del 50% de nuestros pacien-
tes, ocupado por cera y donde la quietud necesaria
para realizar una otomicroscopia es habitualmente
muy dificil [6, 14-15]. Aun estando de acuerdo
con la periodicidad, que las guias nacionales e
internacionales, determinan para las revisiones
auditivas, en funcion de la edad [7, 16], no suelen
servir en estos primeros afos, porque la reiteracion
de la OMS es tan elevada, que obliga a revisiones
mas frecuentes.

Por otra parte, resulta complicado medir la
audicién de un nifio SD con las pruebas elec-
trofisiologicas objetivas, pues la discapacidad
intelectual y la morbilidad afiadida, ponen al
limite la paciencia y el buen hacer del personal
encargado. Ademds, las frecuentes fluctuacio-
nes asociadas a la patologia recurrente del oido
medio, conllevan la necesidad de realizar pruebas
auditivas mas frecuentes. Aunque los equipos
automatizados de OEA y PEATC son de gran
ayuda, no permiten obtener todo el perfil auditivo
y en ocasiones, la pérdida supera su capacidad de
deteccidn, debiendo acudir a los PEATC o PEAee
convencionales, donde a partir de los 6-9 meses
de edad, el suefio natural o la sedacion superficial
no suelen ser efectivos, precisaindose una sedacion
anestésica. La ARV puede ser una alternativa, pero
dependiendo del nifio, también plantea mayores
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dificultades (respuestas inconsistentes y escasa
atencion).

Con todo, lo mds dificil es la toma de decisio-
nes, especialmente en lo que respecta a la OMS,
por si misma y por su influencia sobre la audicion.
Las tres opciones para tratar la hipoacusia en caso
de OMS son: la colocacion de DTT, la adaptacion
de una prétesis auditiva o “esperar y ver”. No se
conoce la eficacia relativa de estos procedimientos,
de manera que la alternativa depende de la expe-
riencia del profesional implicado y de su punto de
mira: el oido y su audicién o, la salud “en general’,
su desarrollo y la vida en familia [17]. Ante las
dificultades que implica la colocaciéon de DTT
en edad temprana, por la frecuente estrechez del
CAE y unos resultados peores que en el resto,
debido a complicaciones supurativas, facilidad
de extrusion y recidiva; debiéndose anadir las
anestésicas y el riesgo de subluxacion atlo-axoidea
[5, 18-20], nosotros hemos preferido adoptar una
conducta conservadora [18, 21-22], frente a un
tratamiento mas agresivo [6, 23]. Nuestra actitud se
basa en determinar, caso por caso, la conveniencia
quirargica. Después de explicar a la familia los
pros y contras, evaluamos las dificultades audi-
tivas durante un periodo de tiempo y dentro de
un contexto, evitando que la decisién provenga
de una medida concreta de audicién que, aun
teniéndola en cuenta, no refleja seguramente las
fluctuaciones que el nifio experimenta [12]. Las
alteraciones timpanicas, la OMA de repeticién y
fundamentalmente la discapacidad auditiva que
la familia y los cuidadores perciben dentro de su
entorno, determinaran la prioridad de nuestras
decisiones. En casos mas severos o en quienes
no son candidatos a cirugia o ante el rechazo de
ésta por los padres, hemos optado, en ocasiones,
por la colocacidn de una protesis auditiva que,
aun suponiéndoles un handicap, es una excelente
recomendacion para alcanzar unos niveles audi-
tivos suficientes [13]. Su adaptacion presenta difi-
cultades intrinsecas dependientes del tamaiio del
CAE vy de la presencia de cera; son, en general,
mal aceptados, porque les molesta, posiblemente
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también por las fluctuaciones auditivas que les
generan y por problemas de mantenimiento mas
frecuentes, lo que finalmente determina que su
utilidad sélo sea posible en algunos. Otra alterna-
tiva podrian ser las protesis auditivas de via osea
y en aquellos ambientes donde el nifio pasa mas
tiempo, la instalacion de altavoces que permitieran
amplificar la voz del cuidador. Finalmente, en un
41% de los ninos, hemos considerado la conve-
niencia de DTT, teniendo que reintervenir en 2 o
mas ocasiones al 28%, valores que en la literatura
alcanzan hasta un 63% [21, 23]. Pero también, las
complicaciones timpdnicas tras la colocacién de
DTT son mas frecuentes en el SD y ain mas, en
casos de reintervencion, provocando en alguno de
nuestros pacientes una perforacion residual, que
con cierta frecuencia evoluciona a una otitis media
cronica, con otorrea recurrente [21, 23]. Resulta
por tanto muy dificil delimitar el margen de actua-
cion, porque al no disponer de otros indicadores,
desconocemos la evolucion posterior de cada nifo
en concreto. Asi que, consideramos fundamental
seguir investigando, para poder llegar a determi-
nar, qué es lo que funciona, para quién, bajo qué
circunstancias y como [17].

Para los padres también es un reto y a pesar
de explicarles la importancia del seguimiento ORL
posterior al cribado auditivo neonatal (con inde-
pendencia del resultado), terminan cansados o les
resulta incompatible mantener este régimen de
visitas, a nuestro Servicio y a otros [24]. Y con el
convencimiento subjetivo de que aparentemente
el nifo esta bien, por las respuestas auditivas que
obtienen, hay un elevado porcentaje de pérdi-
das en el seguimiento (29% en nuestro estudio),
frecuentes por otra parte, en los programas de salud
[25-26]. En ocasiones vuelven al cabo de unos afos,
pero al perderse la continuidad, desconocemos la
evolucion de lo que haya ido sucediendo. Creemos
que, en este caso, como en otros, la participacion
de equipos experimentados en el nifio con SD,
y transdisciplinarios, coordinados entre si y con
atencion primaria, podrian, con la colaboracién
familiar, solventar muchas dificultades y facilitar el
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transito entre la medicina primaria y la hospitalaria.
La programacién deberia ofrecer una atencion
flexible y personalizada, con unos servicios de
intervencion temprana centrados en el niflo y en
su familia [5, 27].

La incidencia de hipoacusia en el SD es mayor
que en el resto de la poblacion y representa un
factor de riesgo de primer nivel. Cuando realizamos
una comparacion de las cifras publicadas con las
obtenidas en nuestro seguimiento, llama la aten-
cion la disparidad de resultados, que en gran parte
se debe a que se estudian diferentes muestras de
poblacidn, de distintas edades y con procedimien-
tos metodoldgicos dispares [11]. De acuerdo con
la CDC, més del 75% de los nifios con SD estdn
afectados de hipoacusia [2]. Como en otros estudios
[23,28-30] el 84% de nuestra poblacién ha tenido
OMS, generando una hipoacusia temporal, que
contrasta con el 20% de prevalencia de OMS a los
2 anos de edad, en el resto de poblacion [31]. Hacia
los 6-8 anos, al mejorar la funcion de la trompa de
Eustaquio y disminuir la frecuencia de catarros,
la incidencia de OMS desciende, aunque en el SD
esta evolucion es mucho mads lenta, lo que suele
sorprender y preocupar a los padres [23]. Pero en
general, a partir de esta edad podemos diagnosti-
car o reevaluar, en la mayoria de los pacientes, la
presencia de una hipoacusia residual “permanente”,
si no ha sido posible hacerlo previamente [23, 30].

En los resultados presentados hemos intentado
determinar, con la precision que nos ofrece un
rastreo tan prolongado, el porcentaje de hipoa-
cusias permanentes (61%), es decir, descartando
la existencia de un derrame de oido medio (Tabla
1 -Anexo 1-). El seguimiento durante mds de 10
afios del 81% de los niflos con hipoacusia (22/27),
y de 5 a 10 afos en el resto, aporta esta seguridad
en gran parte de los casos. El porcentaje de hipoa-
cusia bilateral (78%) y unilateral (22%), coincide
con los datos de Nightengale et al. (2017) [11]. Por
otra parte, dado que el grado y tipo de hipoacusia
puede ser diferente en cada uno de los dos oidos
del mismo individuo, hemos preferido describir el
porcentaje de oidos afectos en relacion al total de
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oidos estudiados (a cuyo diagndstico final hemos
llegado comparando el resultado de las pruebas
electrofisiologicas objetivas -OEA, PEATC, PEAee-
con el de las subjetivas, a través de la ARV, empleada
en el 61% de los niflos (27/44) y de la ATL aplicada
al 73% (32/44)). Quiza por estas razones, tenemos
tan pocas hipoacusias de transmision (9%) en
relacion a los valores de prevalencia registrados en
la literatura, que oscilan entre el 38% y el 78% [26,
30]. Pero aun siendo inferior al publicado, nuestro
porcentaje de hipoacusia de transmisiéon es muy
elevado respecto al resto de la poblacién y supone-
mos que, exceptuando los residuos/secuelas de oido
medio y las otitis crénicas supuradas, haya proba-
blemente un conjunto de hipoacusias estructurales
y permanentes, secundarias a la presencia de tejido
mesenquimal en el oido medio (referido en el 75%)
0 a malformaciones en la cadena osicular (25%),
que no hemos podido comprobar [26, 32-35]. Por
su parte, la HNS estd presente de forma aislada,
en el 19% de los oidos evaluados, constituyendo
el 35% de las hipoacusias encontradas (similar
a [11]), siendo de grado profundo en el 3,4% de
los oidos examinados. No obstante, el 26% de los
oidos estudiados tiene una hipoacusia mixta, lo que
conlleva un cierto componente neurosensorial que,
teniéndolo en cuenta, daria una incidencia de HNS,
del 45%. La prevalencia de HNS en el nifio con SD,
muestra en la literatura valores muy variables que
oscilan del 4% al 55% [6, 11-13], y que como en el
resto, puede tener un origen genético o adquirido,
manifestandose desde el nacimiento (congénito) o
tardfamente y afirmandose que suele ser progresiva
[12]. En los casos verificables de nuestros resulta-
dos, hemos encontrado esta progresion en el 68%
de las hipoacusias mixtas (11/16) y en el 31% de las
HNS (4/13). Como posibles causas de HNS, se han
descrito diferentes alteraciones asociadas, como el
acortamiento del érgano de Corti, la disminucién
de células en el ganglio espiral y anomalias de oido
interno, como la displasia de Mondini [32-33,
36]. El estudio de TC desvela un estrechamiento
del conducto auditivo interno (25% de casos) y
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malformaciones de la region vestibular en el 75%
de nifos con SD [37].

Nuestro porcentaje de “No Pasa” cribado audi-
tivo con PEATC-A (25%) es similar al publicado
en la literatura, que varia del 26 al 36% [11, 23,
26], contrastando con el de la poblacién general
(0,32%) [38]. Aunque se trata de una pequena
muestra, la incidencia registrada de hipoacusia
congénita (12,5%) también es parecida a la de
otros [11, 39] y muy superior a la de la poblacion
general (0,3%) [38].

El recuento de la cirugia practicada a los nifos
con SD, en un centro infantil especializado de
Birmingham (UK), indicaba que los procedimien-
tos ORL fueron los mas frecuentes, seguidos por
la cirugia cardiaca y la pediatrica general [5]. El
porcentaje de ninos a los que realizamos cirugia
ORL fue del 59%, superior a algunas publicacio-
nes [28]. La cirugia de DTT (41%), tiene valores
variables en la literatura: 14%-88% [6, 23, 26, 39].
También hubo un gran porcentaje de adenoidec-
tomias (52%), en su mayor parte (69%) asociada
a la cirugfa de DTT [18]. Dada la propensién a
padecer OMS recurrente y como consecuencia de
la repetida colocacién de DTT, hay también un
incremento de perforaciones permanentes, bolsas
de retraccion y colesteatomas. El porcentaje de
colesteatomas que hemos diagnosticado y tratado
(6,8%) es similar al descrito en la literatura [18,
21, 40].

LIMITACIONES DEL ESTUDIO

Al proceder los datos de un solo hospital, al
que los ninos con SD acudieron por vias diferentes,
hace que la muestra pueda no ser representativa
de la poblacién general.

CONCLUSIONES

Habida cuenta del gran porcentaje de nifios
con SD afectos de patologia otoldgica y auditiva,
consideramos fundamental el seguimiento ORL
especializado y la conveniencia de transmitir a los
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médicos de atencion primaria, padres, profesores
y logopedas, la importancia de identificar tempra-
namente la pérdida de audicion.
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ANEXO 1

Tabla 1. Se resume la patologia otoldgica y auditiva de los pacientes con sindrome de Down seguidos en nuestro
hospital y las intervenciones quirurgicas que han requerido. Se establecen 2 grupos: el de los que tuvieron un
seguimiento superior a 5 afios (N= 44) y el subgrupo que, ademas, inici6 su evaluacién con menos de 2 afios (N= 26).
(I: incidencia; CAE: conducto auditivo externo; OMS: otitis media serosa; OMA: otitis media aguda; OMC: otitis media
cronica; PEATC: Potenciales evocados auditivos del tronco cerebral; PEAee: Potenciales evocados auditivos de estado

estable; re: porcentaje de reintervencion).

SEGUIMIENTO 2 5 afios cuya 1° visita
fue con < 2 afios). (N=26)

SEGUIMIENTO 2 5 aiios.
(N=44). GRUPO GENERAL.

OIDO EXTERNO

Nifios con malformacion de oido externo

29/44 (66 %)

Displasia de pabellon auricular

1: 12/44 (27 %)

CAEs estrechos

1: 23/44 (52 %)

Apéndices preauriculares

I: 3/44 (7 %)

0IDO MEDIO

Nifios con patologia de oido medio

24/26 (92 %)

41/44 (93 %)

OMS persistente 1: 24/26 (92 %) 1: 37/44 (84%)
OMA de repeticién 1: 8/26 (31%) todos con OMS I: 11/44 (25 %) todos con OMS
OMC simple 1: 4/26 (15 %) OMS previa 1: 9/44 (20 %) OMS previa

OMC colesteatomatosa

1: 1/26 (4 %) OMS previa

1: 4/44 (9 %) OMS previa

PRUEBAS AUDITIVAS

Nifios con pruebas auditivas

23/26 (88%)

41/44 (93%)

PEATC

23/26 (88%

33/44 (75%

PEAee

11/26 (42%

Audio conductual con refuerzo visual

19/26 (73%

27/44 (61%

(88%)
(42%)
(73%)
(58%)

(75%)
15/44 (34%)
(61%)
(73%)

Audio tonal 15/26 (58% 32/44 (73%
HIPOACUSIA
Nifios con hipoacusia 15/26 (58 %) 27/44 (61 %)
Bilateral 10/15 (67 %). I: 10/26 (38,5 %) 21/27 (78%). 1: 21/44 (48 %)
Unilateral 5/15 (33%). I: 5/26 (19%) 6/27 (22%). I: 6/44 (13,6%)
Oidos con hipoacusia 10 bilateral y 5 unilateral 42 bilateral y 6 unilateral:
(25 oidos afectados. 1 hipo bilateral leve, | (88 oidos afectados)
sin tipo. 23 oidos)
Transmision 1:2/52 (4 %) 1: 8/88 (9 %)
Mixta L: 11/52 (21 %) 1: 23/88 (26 %)
Neurosensorial 1: 10/52 (19%) 1: 17/88 (19%)
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SEGUIMIENTO 2 5 afios cuya 1° visita

fue con < 2 afios). (N=26)

SEGUIMIENTO 2 5 aiios.
(N=44). GRUPO GENERAL.

Leve (20-40 dB)

1:16/52 (31 %)

1: 23/88 (26 %)

Moderada (41-70 dB)

1. 7/52 (13,5 %)

I: 19/88 (21,5 %)

Severa (71-90 dB) 0% 1:3/88 (3,4 %)

Profunda (> 90 dB) 1. 2/52 (3,8 %) I: 3/88 (3.4 %)

Nifios con protesis auditiva 7115 (47 %) 14/27 (52 %)

CIRUGIA

Nifios con cirugia 16/26 (62 %) 26/44 (59%)
Adenoidectomia I: 15/26 (58 %). (re: 13 %) 1: 23/44 (52 %). (re: 22 %)

Drenajes transtimpanicos

I: 13/26 (50 %) (re: 15 %)

I: 18/44 (41 %). (re: 28 %)

Amigdalectomia

1: 3/26 (11 %)

I: 8/44 (18 %)

Miringoplastia

0%

I: 1/44 (2%)

Cirugfa de colesteatoma

1: 1/26 (4 %)

I: 3/44 (6,8%)
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RESUMEN: Introduccién y objetivo: El Vértigo Posicional Paroxistico Benigno (VPPB) es mas
frecuente dentro del subgrupo de pacientes con Enfermedad de Meniére (EM). El presente estudio tiene
como objetivo describir las caracteristicas clinicas tanto del VPPB como de la EM cuando se encuentran
asociados. Método: Realizamos un analisis retrospectivo de 22 pacientes con EM diagnosticados de VPPB
entre el 1999 y el 2021 en el Complejo Asistencial Universitario de Salamanca. Se recogieron variables
clinicas, tanto de las caracteristicas del VPPB como de la EM. Resultados: En nuestra base de datos, el
66,66 % de los 22 pacientes eran mujeres con una edad media de 59,33 anos. El canal semicircular afecto
con mas frecuencia fue el posterior derecho. En cuanto al VPPB, un 19% se trata de VPPB multicanal,
en casi la mitad (47,62%) se tuvieron que realizar mds de tres maniobras para solucionarlo y tardé mas
de un mes en resolverse en mas de la mitad (57,14%). Por otro lado, la EM era bilateral en el 19% de los
pacientes, con un tiempo de evolucion desde el diagnostico de mas de tres afios en el 71,42%. Un tercio
de los pacientes habia presentado més de 10 crisis en los tltimos seis meses, y fluctuacion en la audicion.
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VERTIGO POSICIONAL PAROXISTICO BENIGNO Y ENFERMEDAD DE MENIERE: ANALISIS RETROSPECTIVO
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En base a estos resultados, parece que los pacientes con EM avanzada tienen mds probabilidades de
presentar VPPB y con peor resultado en su tratamiento. Conclusion: La aparicién conjunta del VPPB y la
EM podria afectar al prondstico de ambas patologias por separado.

PALABRAS CLAVE: Vértigo posicional paroxistico benigno; enfermedad de Méniere.

SUMMARY: Introduction and objective: Benign Paroxysmal Positional Vertigo (BPPV) is more frequent
within the subgroup of patients with Meniere's Disease (MD). The present study aims to describe the clinical
characteristics of both BPPV and MD, when they are associated. Method: We carried out a retrospective
analysis of 22 patients with MD diagnosed with BPPV between 1999 and 2021 at the University Assistance
Complex of Salamanca. Clinical variables were collected, both from the characteristics of BPPV and MD.
Results: In our database, 66.66% of the 22 patients were women with a mean age of 59.33 years. The most
frequently affected semicircular canal was the posterior right. Regarding BPPV, 19% are multichannel BPPV,
in almost half (47.62%) more than three maneuvers had to be performed to solve it and it took more than a
month to resolve it in more than half (57.14%). On the other hand, MD was bilateral in 19% of patients, with
a time since diagnosis of more than three years in 71.42%. A third of the patients had presented more than
10 crises in the last six months, and fluctuation in hearing. Based on these results, it appears that patients
with advanced MD are more likely to have BPPV and have a worse treatment outcome. Conclusion: The

joint appearance of BPPV and MD could affect the prognosis of both pathologies separately.

KEYWORDS: Benign paroxysmal positional vertigo; Méniére's disease.

INTRODUCCION

La Enfermedad de Meniére (EM) es una enfer-
medad crénica progresiva que se caracteriza por
crisis paroxisticas de vértigo, hipoacusia fluctuante,
acufenos y plenitud 6tica, descrita por el francés
Prosper Méniére en 1861 [1, 2, 3]. Se trata de un
sindrome idiopatico de hydrops endolinfético, si
bien existen factores que pueden estar relaciona-
dos con su aparicién: infeccion viral, depdsito de
inmunocomplejos, factores genéticos, entre otros
[4, 5, 6]. El diagnostico se realiza mediante crite-
rios clinicos [7]. La audiometria, ademas de ser
necesaria para el diagnostico, permite distinguir
cuatro estadios empleando los umbrales auditivos,
pues su evolucion es paralela a la enfermedad [1]:
< 25dB (estadio 1), 26 — 40dB (estadio 2), 41 - 70
dB (estadio 3) y > 70dB (estadio 4).

Por otro lado, el vértigo posicional paroxistico
benigno (VPPB) es la patologia vestibular mas
frecuente, correspondiendo a un tercio de todos
los vértigos de origen vestibular [8]. La incidencia
se incrementa con la edad llegando a afectar al 9%

Ediciones Universidad de Salamanca / £33
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de las personas mayores de 60 afios [9, 10]. En la
mayoria de las ocasiones el VPPB es idiopatico,
sin embargo, en un porcentaje de los pacientes
puede ser secundario a otras causas como enferme-
dad de Méniére, neurolaberintitis viral, isquemia
vertebrobasilar, reposo prolongado, traumatismo
y cirugia [11, 12].

Es conocida la asociacién entre la EM y el
VPPB. La frecuencia real del VPPB en el contexto
de una EM es desconocida, pero se estima que
varia de un 3,2 a un 44% [6]. La fisiopatologia de
su asociacion no estd clara, aunque se han descrito
teorias como un posible daino inducido por el
hydrops endolinfatico en la mécula del utriculo y
del saculo lo cual dirige a la liberacion de otoconias
que migran al canal; o que las otoconias sacula-
res desprendidas pueden ser un factor causal del
hydrops. Sin embargo, la aparicion del VPPB en el
contexto de la EM acontece a lo largo de la misma
y no tanto al inicio de la enfermedad [6, 13].

En la actualidad los textos sobre las caracteris-
ticas de la EM en este escenario clinico son escasos.
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Existen autores que han estudiado las caracteristicas
de ambas patologias asociadas. Peng Li et al [14]
ya encuentran una asociacion, describen que la
mayoria de los pacientes eran mujeres, que el VPPB
ocurria después del diagnostico de la EM y el canal
mas frecuentemente afecto fue el posterior. Mansur
A. Kutlubaev et al [6] describen una incidencia del
VPPB en la EM del 14% (IC 95% 9-18%). Ademas,
refieren que el VPPB se da con mds frecuencia en
el oido afecto por el hydrops (entendiendo por
hydrops no un sinénimo de la EM sino el meca-
nismo fisiopatolégico intrinseco a la misma EM),
que suele darse con mayor frecuencia del VPPB en
el canal semicircular posterior y, por otro lado, son
los primeros en describir la asociacién del VPPB
en pacientes con EM mds avanzada. Jinbao Chen
et al [15] llevaron a cabo un metanalisis donde
no encontraron resultados significativos entre la
asociacion entre EM vy la recurrencia del VPPB,
en dicho metaandlisis existe, sin embargo, una
gran heterogeneidad entre los estudios y un escaso
namero de estudios incluidos.

En este contexto, se cree que la EM predis-
pone a desarrollar VPPB, habiéndose insinuado
una cierta asociacién entre ambas entidades.
Ademis, en base a la literatura previa y la practica
clinica parece que cuando el VPPB se desarrolla
en contexto de una EM, tiende a aparecer cuando
dicha EM se encuentra en un estadio mas evolucio-
nado. Para estudiar dicha hipétesis se ha desarro-
llado el presente estudio cuyo objetivo es, por tanto,
analizar y describir las caracteristicas demograficas
y clinicas, tanto del VPPB como de la EM, cuando
se encuentran asociados y, de esta forma, describir
si su coexistencia modifica el prondstico de ambas
por separado.

MATERIAL Y METODO

Di1seRo. Se ha llevado a cabo un analisis retros-
pectivo descriptivo de una muestra de pacientes
diagnosticados de EM que fueron diagnosticados
de VPPB durante su seguimiento, entre los aios
1997 y 2019. A su vez, se han seleccionado aquellos
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pacientes con EM y VPPB aislados para realizar
un andlisis comparativo con respecto a aquellos
pacientes que presentaban ambas patologias de
forma coexistente. Todos los datos han sido reco-
gidos de la base de datos de pacientes de la Unidad
de Otoneurologfa del Servicio de Otorrinolaringo-
logia y Cirugia de Cabeza y Cuello del Complejo
Asistencial Universitario de Salamanca (CAUSA).

PoBLACION. Se han seleccionado de la base
de datos aquellos pacientes diagnosticados de
EM definitiva segun los criterios diagnésticos
del documento de consenso de la Barany Society
[7, 11]. Entre los pacientes con EM definitiva se
han seleccionado aquellos que presentaron VPPB
durante su seguimiento. Todos ellos refirieron
clinica de VPPB en la consulta de revision de su
EM vy fueron diagnosticados con las maniobras
diagnosticas de Dix-Hallpike, McClure o hiperex-
tension cefalica en funcién del canal semicircular
afecto y tratados con las maniobras de reposicion
canalicular correspondientes.

VARIABLES. Se examinaron variables demo-
graficas (edad y sexo) y clinicas, tanto de las carac-
teristicas del VPPB como de la EM. Las variables
clinicas estudiadas, en cuanto al VPPB fueron oido
afecto, CSC afecto, multicanal, tipo de maniobra
realizada, nimero de maniobras realizadas, dias que
tarda en resolverse, recurrencia tras tratamiento
y meses hasta la recurrencia; en cuanto a la EM
fueron oido afecto, anos de evolucién, nimero de
crisis en los dltimos 6 meses, audiometria-PTA
(Pure Tone Average), estadio de la enfermedad,
necesidad previa de corticoides intratimpdanicos,
necesidad de gentamicina intratimpdnica y fluctua-
cion auditiva en los dltimos 6 meses. Por ultimo,
se analizo el porcentaje de pacientes con el mismo
oido afecto del VPPB y de la EM.

Puede suponer una limitaciéon en nuestro
estudio que, dentro de las variables estudiadas no
se incluyera un grupo especial para aquellos pacien-
tes que padecian migrafia, por las caracteristicas
especiales que estos presentan.

ANALISIS ESTADISTICO. Realizamos un estudio
comparativo de los resultados de nuestra muestra

Rev. ORL, 2023, 14, 2, 123-131



VERTIGO POSICIONAL PAROX{STICO BENIGNO Y ENFERMEDAD DE MENIERE: ANALISIS RETROSPECTIVO

FERNANDEZ-BARDON, PACHECO-LOPEZ, PENA-NAVARRO ET AL.

con las caracteristicas del VPPB y la EM cuando
se presentan como entidad aislada. Para ello se
compardé la muestra de pacientes con VPPB en
contexto de EM, en cuanto a las variables relaciona-
das con el VPPB, con el grupo general de pacientes
con VPPB aislado; y con respecto a las variables
relacionadas con la EM, con el grupo de pacien-
tes con EM que no padecieron VPPB durante su
seguimiento. Para ello se ha empleado el programa
informatico SPSS version 26.0 de la compariia IBM.
Las variables cualitativas se analizaron mediante
el test de Chi-Cuadrado y las cuantitativas con la
prueba T de Student. La significacion estadistica se
consider¢ a partir de valores de p inferiores a 0,05.

Erica. Este trabajo se fundamenta en los Prin-
cipios Eticos para las investigaciones médicas en
seres humanos registrados en 2013 en la Declara-
cion de Helsinki [16].

RESULTADOS

1. ANALISIS DESCRIPTIVO

Analizamos 402 pacientes diagnosticados de
EM entre 1997 y 2019 de los cuales 21 padecieron
VPPB durante su seguimiento (n=21) (5,22%). La
media de edad era de 59,33 afios (mediana 62), con
un rango de entre 38 y 79 afos. Dos tercios de los
pacientes eran mujeres (66,66%) (Tabla 1).

Tabla 1. Variables demograficas.

EDAD (afios)

Media 59,33
Mediana 62

Rango 38-79
SEXO

Varon 7(33,33%)
Mujer 14 (66,66%)

En relacion a las caracteristicas del VPPB,
observamos en la Tabla 2 que, de los 21 pacien-
tes con VPPB durante su EM, la mayoria tenian
afecto el CSC posterior (en un 95,25% de ellos) y,
por tanto, la maniobra terapéutica que se realizd
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en ellos fue la de Epley. El oido afecto con mas
frecuencia fue el oido derecho, siendo responsable
del VPPB en 12 pacientes (57,14%). Cabe destacar
que practicamente la mitad de nuestra muestra (el
47,62%) requirié mas de 3 maniobras terapéuticas
para resolver su VPPB. El tiempo que tardé el VPPB
en resolverse super6 el mes en la mayoria de los
casos (el 57,14%) y en un tercio de ellos (33,33%)
la enfermedad recurrio, con una media de 22 meses
hasta la recurrencia.

En la Tabla 3 se describen las caracteristicas
de la EM. De los 21 pacientes, 8 (38,09%) tenian
afecto el oido derecho, 9 (42,86%) el izquierdo y 4
(19,05%) presentaban EM bilateral. Cabe destacar
que la mayoria de los pacientes (un 57,14%) el
tiempo de evolucion desde el diagnostico de la EM
hasta que se desarrolla el VPPB, es mds de 5 afios.
Asimismo, el 28,57% de los pacientes, es decir,

Tabla 2. Caracteristicas clinicas del VPPB en pacientes
con enfermedad de Méniére definitiva.

VPPB (n=21)
0IDO AFECTO (%)
Derecho 12 (57,14%)
Izquierdo 7 (33,33%)
Bilateral 2(9,52%)
CSC AFECTO
Posterior 20 (95,23%)
Horizontal 2(9,52%)*
Superior 2(9,52%)
MULTICANAL 4(19,05%)
MANIOBRA REALIZADA
Epley 20 (95,23%)
Lempert 2(9,52%)*
Yacovino 2(9,52%)
Ne DE MANIOBRAS REALIZADAS 2,43
<3 11 (52,38%)
>3 10 (47,62%)
TIEMPO EN RESOLVERSE (dias) 115,81
<1 mes 9 (42,86%)
> 1 mes 12 (57,14%)
RECURRENCIA 7(33,33%)
TIEMPO HASTA RECURRENCIA (meses) 22
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un tercio de la muestra, presentaron mas de 10
crisis en los ultimos 6 meses. Estos datos informan
acerca de la actividad de la EM. El valor del PTA,
calculado mediante la media de las frecuencias 500,
1000, 2000 y 4000 Hz, fue de 46,38 dB lo que se
corresponde con estadio III de la EM (hipoacusia
moderada). La mayoria de los pacientes (71,43%) se
encontraban en un estadio avanzado (igual o mayor
al IT) de la EM, mas concretamente, 10 pacientes
(47,62%) en estadio IIT y 5 de ellos (21,81%) en
estadio IV. Respecto a la necesidad de terapia intra-
timpanica, 10 pacientes (47,62%) han precisado
de corticoides intratimpanicos, con un promedio
de 25,67 meses antes del VPPB; y 3 (el 14,3%) han
precisado de gentamincina intratimpanica, con un
promedio de 2,5 meses antes del VPPB. Un tercio de
los pacientes (33,33%) han presentado fluctuaciéon
auditiva en los ultimos 6 meses.

Por ultimo, en el 85,71% de pacientes el oido
afecto por VPPB y EM fue el mismo. Este alto
porcentaje refuerza la idea de que la concomitancia
no es casual.

2. ESTUDIO ANALITICO

En la base de datos de la consulta de Otoneu-
rologia del CAUSA aparecen registrados 782
pacientes con VPPB. Nuestra muestra no diferia
en cuanto a edad y sexo de los 782 pacientes con
VPPB de la muestra total de la consulta (media
63,83 anos y rango 31-84; 62% mujeres) (p>0,05).
Del mismo modo no hemos encontrado diferencias
con respecto al canal afecto, ya que en ambos casos
el canal afectado con mas frecuencia es el CSC
posterior (p>0,05).

Sin embargo, en el grupo de pacientes que
presentaban VPPB en contexto de EM, el numero
de maniobras necesarias para solucionarlo fue
significativamente mayor: en el grupo general
solo el 21% de los pacientes precisaron mas de
3 maniobras frente al 47,62% de nuestro grupo
de estudio (p=0,0021). En cuanto a la presencia
de un VPPB multicanal también se encontraron
diferencias, pues en el grupo general sélo un 5%
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de los pacientes lo presentaban frente al 19% de
los pacientes del grupo de VPPB y EM (p=0,003).
Finalmente, recurrieron un tercio (33%) de los
pacientes del grupo con VPPB y EM, cuando en
la muestra general sélo recurren el 16% (p=0,016).

Analizando las caracteristicas de la EM de
este grupo de pacientes se objetiva que el 33%
de los pacientes han tenido mas de 10 crisis de
vértigo en los tltimos 6 meses, cuando sdlo el
18% del grupo completo de la EM (n=402) tienen
ese nimero de crisis (p=0,023). Asi mismo, apre-
ciamos que un tercio de los pacientes han tenido
fluctuaciones auditivas en los ultimos 6 meses,

Tabla 3. Caracteristicas clinicas de la Enfemedad de
Meéniere en pacientes en los que aparece VPPB.

ENFERMEDAD DE
MENIERE (n=21)
0IDO AFECTO (%)
Derecho 8 (38,09%)
Izquierdo 9 (42,86%)
Bilateral 4(19,05%)
TIEMPO DE EVOLUCION (afios) 6,9
<3 7(33,33%)
3-5 2(9,52%)
>5 12 (57,14%)
Ne CRISIS EN LS ULTIMOS 6 MESES
<3 15 (71,43%)
3-5 0
>10 6 (28,57%)
PTA 46,38dB
ESTADIO ENFERMEDAD DE MENIERE
I 3(14,28%)
I 3 (14,28%)
I 10 (47,62%)
v 5(21,81%)
HA PRECISADO CIT
NO 11 (52,38%)
ST 10 (47,62%)
HA PRECISADO GIT
NO 19 (85,71%)
SI 3(14,3%)
FLUCTUACION AUDITIVA < 6 MESES 7(33,33%)
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cuando en la muestra general ese porcentaje es
solo del 15% (p=0,019).

DISCUSION

Aunque en varias ocasiones se ha estudiado la
relacién entre la EM y el VPPB son bastantes los
factores concernientes a este tema en los que no se
ha logrado, por el momento, un consenso: la verda-
dera prevalencia, la etiologia de la asociacion, el
tratamiento mas apropiado, el pronostico real, etc.

La prevalencia de VPPB en pacientes con EM
ha sido descrita dentro de un amplio rango (0.5-
30%) [12]. Las prevalencias mas bajas pertenecen
a estudios mds antiguos como el de Katsarkas y
Kirkham [17], quienes concluyeron que de 255
pacientes con VPPB solo el 0,8% padecian EM. La
prevalencia més alta dentro de la literatura actual
fue publicada por Hughes y Proctor [18]. En su
trabajo 45 pacientes de 151 (el 29,8%) presenta-
ban VPPB asociado a EM. Otras fuentes reportan
porcentajes intermedios: Palchun, VT et al [19]
estudiaron a 104 individuos con EM de los cuales
15 (el 14,42%) presentaron VPPB. Las discrepan-
cias entre autores podrian deberse a diferencias en
el diseno del estudio, en las poblaciones seleccio-
nadas, en los criterios diagnodsticos de inclusion
empleados, etc.

En este estudio partimos de una muestra de
402 pacientes con EM de los cuales 21 padecieron
VPPB durante su seguimiento. Por lo tanto, la
prevalencia de VPPB en nuestra muestra es del
5,22%. Este porcentaje entra dentro del rango
de la literatura publicada y es superior a la de la
poblacién general (2%) [20].

Que el VPPB aparezca con mds frecuencia
en personas que padecen EM que en la poblacién
general, y que en la mayoria de ocasiones lo haga
en el mismo oido, apoya la idea de que la asociacion
no es casual [12]. El hydrops endolinfitico de la EM
podria dafar la mécula del utriculo y el sdculo, ya
sea mediante el desprendimiento de las otoconias
o comprometiendo la vascularizacion de la zona.
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La obstruccion parcial del laberinto membranoso
también podria estar implicada [13, 21, 22].

Estas teorias se refuerzan con hallazgos histo-
patoldgicos. Estudios previos [23] han comparado
el hueso temporal de pacientes con EM con el de
personas sanas desde el punto de vista vestibular.
Los huesos temporales de aquellos que padecian
EM presentaban con mayor frecuencia depésitos
cupulares y flotantes en los canales semicirculares
que los del grupo control. La presencia de depésitos
flotantes se relacion¢ principalmente con EM de
larga evolucion.

La mayoria de nuestros pacientes se encontra-
ban en un estadio avanzado de su EM (el 69,43%
en estadio III-IV) y habian requerido tratamiento
intratimpdnico previo para su control. El 57,14%
presentaban una EM de mas de 5 afios de desarrollo
en el momento de la aparicién del VPPB. Una EM
avanzada y de larga evolucién puede fibrosar la
macula haciendo que las otoconias se desprendan
[13]. Ademds, segun nuestros resultados, se trata de
oidos activos (con crisis y fluctuaciones auditivas en
los tlltimos 6 meses) lo que también podria contribuir
al desprendimiento que ocasiona las crisis de VPPB.

Cabe mencionar que, pese a que la mayoria
de estudios se refieren al VPPB secundario a la
EM, también existen autores [15] que establecen
la posibilidad de que el desprendimiento de otoco-
nias caracteristico del VPPB impida la correcta
absorcion del liquido endolinfatico. El exceso de
liquido resultante aumentaria la presion causando
un hydrops endolinfatico. De esta forma, el VPPB
podria provocar una EM secundaria.

Respecto al andlisis de la distribucién por sexo
predomina el sexo femenino (66,66%). El predo-
minio en mujeres concuerda con la bibliografia
preexistente, si bien es cierto que algunos autores
coinciden en porcentajes superiores. Balatsouras et
al [12] analizaron a 29 pacientes con VPPB secun-
dario a EM de los cuales 27 (mds del 93%) fueron
mujeres. De las 15 personas con VPPB secundario a
EM que Peng Li et al [14] incluyeron en su analisis
14 (més del 93%) fueron mujeres.
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La media de edad en nuestro estudio se sittia
en 59,33 afios. Coincide con la edad media de las
publicaciones existentes, que suele ser de entre 55
[12,24] y 60 afios [13, 25]. Nuestra mediana es de
62 anos mientras que en la poblacion general la
EM aislada suele diagnosticarse entre los 40 y los
60 afios (mediana = 50 afos) 3, 4]. Esta diferencia
de edad puede deberse a que hemos seleccionado
a enfermos con EM de muchos afios de evolucién
ya que el VPPB suele aparecer cuando la EM estd
avanzada y el oido estd dafiado.

El canal afecto con mas frecuencia fue el poste-
rior y, por lo tanto, la mayorfa de maniobras tera-
péuticas realizadas fueron de Epley. Otras fuentes
reportan que cuando el VPPB aparece secunda-
riamente a la EM mas de la mitad de los pacientes
(65%) tienen afecto el canal lateral frente a un 30%
en los que el implicado es el posterior [26]. Sin
embargo, la mayoria de la literatura coincide con
nuestros resultados. Pérez N et al [24] analizaron
a 9 pacientes de los cuales el 88,88% presentaban
afectacion del CSC posterior. Luryi A et al [27]
informan de que en el 85,7% de su muestra el canal
afecto fue el posterior.

Reforzando la hipotesis inicial parece que
cuando el VPPB se desarrolla en el contexto de
la EM empeora el prondstico en su tratamiento,
requiriendo mas maniobras de reposicion de parti-
culas para controlar la sintomatologia: en nuestro
estudio el 47,62% de pacientes precisaron mas de
3 maniobras. Este porcentaje se recoge con dife-
rencias entre autores, pero en general la literatura
establece que los pacientes con VPPB y EM nece-
sitan mas maniobras para resolver el cuadro que
aquellos pacientes con VPPB idiopatico [11, 25].
Segun Gross et al [13] el 66,6% de pacientes nece-
sitaron 3 0 mds maniobras hasta la desaparicion
de la sintomatologia.

Que la tasa de fracaso terapéutico sea mayor
en el VPPB secundario a EM que en el idiopdtico
podria deberse a que el hydrops de la EM disminuye
la elasticidad y distiende repetidamente el laberinto
membranoso tal que las otoconias se sueltan y se
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colapsa parcialmente el CSC. La obstruccién resul-
tante hace que las otoconias vuelvan al vestibulo
durante las maniobras de reposicion de particulas
haciendo que la maniobra no resulte eficaz [28].
Otras fuentes concluyen que las tasas de resolucion
dela asociacion son similares a las de la enfermedad
aislada pero los pacientes con EM necesitan més
sesiones terapéuticas para lograr el control [12]. En
la mayoria de nuestros pacientes (57,7%) el tiempo
hasta la resolucién superd el mes de duracién.

En nuestra serie el VPPB recurri6 en el 33%
de pacientes tras una media de 22 meses sin sinto-
matologia. Este porcentaje es ligeramente superior
al de otras revisiones en las que se informa de
porcentajes del 19% [29] o del 25% [27].

La sintomatologia vestibular propia del VPPB
y de la EM influye en la calidad de vida de los
pacientes y limita la realizacién de actividades
cotidianas. Ademds, la coexistencia de las dos
entidades podria causar una clinica mds acusada
[30] afectando atin mas en este aspecto. Existen
cuestionarios especificos validados que evaluan la
calidad de vida de estos pacientes. Estos cuestiona-
rios se basan en la puntuacién de distintos factores:
fisicos, emocionales y funcionales. Un tratamiento
dirigido a esta subpoblacion de pacientes mediante
rehabilitacién vestibular podria ayudar a mejorar
la calidad de vida de los mismos [31].

Como limitaciones del presente estudio,
nuestra muestra de 23 pacientes podria no ser
representativa, quizds fuese necesario un mayor
numero de enfermos para extraer conclusiones
definitivas. Ademds, se trata de un estudio retros-
pectivo. Por otro lado, es probable que el VPPB
en el contexto de una EM se trate de una entidad
infradiagnosticada, pues estos pacientes presentan
con frecuencia crisis importantes de vértigo debido
a su EM y no solicitan atencién médica por crisis
de VPPB. Sin embargo, permite extraer conclu-
siones en este contexto clinico, para asi poder
orientar tratamientos dirigidos a esta subpoblacion
de pacientes. Asimismo, este estudio puede abrir
puertas hacia nuevos ensayos clinicos controlados
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y aleatorizados que permitan obtener conclusiones
definitivas al respecto.

CONCLUSIONES

En conclusion, cuando el VPPB se presenta

en contexto de una EM es mds probable que se
presente en una EM avanzada y que el manejo
terapéutico del VPPB tenga peores resultados.
Por tanto, la aparicion conjunta del VPPB yla EM
podria afectar al pronéstico del VPPB, debiendo
tenerlo en cuenta para un correcto tratamiento y
seguimiento de los pacientes con EM en los que
aparece un VPPB.
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RESUMEN: Introduccién y objetivo: La paralisis de las cuerdas vocales (CCVV) es una patologia
prevalente e incapacitante. El objetivo principal de este estudio es comparar la recuperacion de la movili-
dad y funcionalidad de las CCVV, asi como el requerimiento de tiroplastia en dos grupos de pacientes, los
que se trataron con infiltracién temprana con acido hialurénico (GIT) y los no infiltrados (GNI). Método:
Estudio retrospectivo observacional. Para formar el GNI se filtr6 la base de datos de 715 exploraciones de
paralisis laringeas y se seleccionaron 33 pacientes que cumplieran los criterios de inclusion. Para el GIT se
incluyeron a los pacientes infiltrados por paralisis laringea en los tltimos 3 aflos (n=22). En el GNI se analizo
como medida de resultado: la recuperacion de la movilidad y funcionalidad de la cuerda y la necesidad de
tiroplastia. En el GIT se midid, adicionalmente, la fecha de la infiltracién. Resultados: Los resultados del
GIT son significativamente mejores (p=0.001) en la recuperacion de la movilidad de las CCVV. Se observa
una reduccién no significativa (p=0.14) en la necesidad de tiroplastia en los pacientes infiltrados. Existen
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INFILTRACION TEMPRANA EN LA PARALISIS LARINGEA: EVOLUCION Y FACTORES PRONOSTICOS
SANABRIA-GRECIANO L, MARTINEZ RU1Z-COELLO M, MIRANDA-SANCHEZ E ET AL.

diferencias significativas entre los pacientes con paralisis unilateral del GNI vs GIT (p=0.009), mientras
que los grupos con pardlisis bilaterales no son comparables entre si, debido al compromiso de la via aérea
que sufren los pacientes con la cuerda en posicion medial. Discusion: La infiltracién con acido hialurénico
proporciona el tratamiento temporal del defecto de cierre glético con baja tasa de complicaciones, prolon-
gando el tiempo méximo de fonacién y la funcionalidad de la cuerda vocal parética, pudiendo reducir
tratamientos posteriores. Se ha propuesto como un tratamiento que puede mejorar la calidad de vida del
paciente. Sin embargo, es importante seleccionar adecuadamente los pacientes, ya que no todos pueden ser
candidatos. Conclusiones: La infiltracién temprana con 4cido hialurénico produce una mejoria significativa
en la recuperacion de la movilidad de las CCV'V, lo que apoya su indicacion precoz. Aunque se observa una
necesidad menor de tiroplastia en el GIT, las diferencias no son significativas.

PALABRAS CLAVE: Paralisis de los pliegues vocales; acido hialurénico; laringoplastia; calidad de vida.

SUMMARY: Introduction and objective: Vocal cord paralysis is a prevalent and disabling pathology.
The main objective is to compare the recovery of movility and functionality of vocal cords, as well as the
requirement of definitive surgery in two groups of patients: non-infiltrated group (NIG) versus early infil-
tration group with hyaluronic acid (EIG). Method: Retrospective observational study. To set up the NIG, we
sorted the database of 715 videos labeled as “laryngeal paralysis” and selected n=33 patients who met the
inclusion criteria of the study. To create the EIG, we selected patients injected with hyaluronic acid in the
last 3 years (n=22). In the NIG, the following were analyzed as outcome measures: recovery of mobility and
functionality of the cord and the need for thyroplasty. In the EIG, the date of infiltration was also measured.
Results: The results of the EIG are significantly better (p=0,001) in terms of vocal cord mobility recovery.
A non-significant reduction (p=0.14) was observed in the need for thyroplasty in injected patients. There
are significant differences between patients with unilateral paralysis of the NIG vs EIG (p=0.009), while
the bilateral groups are not comparable, due to the compromise of the airway suffered by patients with the
cord in a medial position. Discussion: Early infiltration with hyaluronic acid provides temporary treatment
of the glottic closure defect with a low rate of complications, prolonging the maximum phonation time
and improving the vocal movement, which may reduce the need for subsequent treatments. It has been
proposed as a treatment that can improve the patient’s quality of life. However, it is important to properly
select patients, since not all may be candidates. Conclusions: Early infiltration with hyaluronic acid gener-
ates a significant improvement in the recovery of vocal cords mobility, supporting the early indication of
this therapy. Although a lower need for thyroplasty is observed in GIT, the differences are not significant.

KEYWORDS: Vocal cord paralysis; hyaluronic acid; laryngoplasty; quality of life.

INTRODUCCION

La paralisis laringea unilateral sucede mas
frecuentemente a consecuencia de una cirugfa en
el drea cabeza-cuello que afecta al recorrido de los
nervios laringeos recurrentes o del nervio vago,
los cuales inervan las cuerdas vocales (CCVV)
permitiendo su movimiento. En segundo lugar,
se encuentran las paralisis idiopaticas y en menor
proporcion, el origen se encuentra en problemas
neuroldgicos como la enfermedad de Parkinson
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o el sindrome de Arnold-Chiari [1]. La paralisis
unilateral de las CCVV causa disfonia y disfagia.
Cuando la cuerda vocal afectada se encuentra
en posicién lateral a la linea media, se observa
adicionalmente un alto riesgo de aspiraciones [2].

La pardlisis bilateral puede estar causada por
una pérdida de inervacién, anquilosis de la articu-
lacién cricoaritenoidea o estenosis glotica poste-
rior en pacientes con antecedentes de intubacién
prolongada [3]. Los sintomas de la paralisis bilateral
delas CCVV difieren delos de la unilateral. Cuando
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las CCVV se quedan fijas en una posicion inter-
media, los pacientes sufren disfonia sin dificultad
respiratoria. Cuando las CCVV estan fijas en una
posicion paramediana se produce disnea, pudiendo
suponer una emergencia. El manejo de la parlisis
esta dirigido a asegurar la via aérea mientras se
preserva la voz y la deglucién [2.]

La paralisis laringea es una patologia muy
incapacitante que disminuye la calidad de vida del
paciente, ya que en muchos casos le impide comu-
nicarse con normalidad con su entorno. Ademas, si
las aspiraciones son frecuentes, pueden desarrollar
infecciones pulmonares graves recidivantes que
comprometan incluso la vida del paciente [1].

El objetivo principal de este estudio fue compa-
rar la recuperacion de la movilidad y la funcio-
nalidad de las CCVV en pacientes que fueron
tratados con infiltracién de dcido hialurénico frente
a pacientes a los que no se les realiz6 dicha técnica.

MATERIAL Y METODO

Estudio retrospectivo observacional realizado
en las consultas del servicio de Otorrinolaringolo-
gia (unidad de Voz) del Hospital Universitario de
Fuenlabrada (Madrid).

Todos los pacientes fueron clasificados segun:
sexo, edad, cuerda vocal paralizada (izquierda,
derecha, bilateral), origen de la paralisis y fecha de
las grabaciones de las cuerdas vocales.

Para el diseflo de este trabajo formamos dos
grupos de pacientes. El primer grupo (GNI o grupo
no infiltrado) se corresponde con pacientes que no
recibieron infiltracién de las CCVV como trata-
miento para la paralisis. Estos pacientes pudieron
mejorar espontdaneamente, recibir logopedia o ser
intervenidos para aceptar una solucién definitiva.
El segundo grupo (GIT o grupo de infiltracion
temprana) son pacientes que fueron infiltrados con
acido hialurénico como parte del tratamiento de
su patologia laringea.

El procedimiento llevado a cabo a la hora
de infiltrar a nuestros pacientes comienza por
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infiltrar lidocaina al 5% en la subglotis, a través de
la membrana cricotiroidea. Una vez anestesiada la
laringe, un ayudante procede a realizar una video-
fibroscopia. Mientras visualizamos la luz gldtica,
introducimos por la membrana cricotiroidea una
aguja intramuscular (angulada en su extremo)
cargada con el 4cido hialurénico a administrar.
De forma video guiada infiltramos la/s cuerda/s
a tratar. El volumen que introduciremos depen-
dera del grado de atrofia previo y finalizaremos la
infiltracién cuando visualicemos la cuerda vocal
en la linea media.

Para formar el GNI nos basamos en las explo-
raciones de paralisis laringeas grabadas con fibros-
copio (715 exploraciones videofibroscopicas). El
primer criterio aplicado fue que los pacientes tuvie-
ran tres o mas grabaciones para poder estudiar la
evolucion de la paralisis en el tiempo. Tras este
primer filtro, obtuvimos 84 pacientes.

Determinamos unos intervalos de tiempo entre
las distintas visitas de los pacientes a la consulta de
voz en las que se realizaban grabaciones laringos-
copicas para asegurarnos de que las caracteristicas
de los mismos eran similares y comparables. El
intervalo fijado entre la primera y segunda explo-
racion se fijé en un periodo de tiempo entre 14y 70
dias, con una media de 41.50 dias y una desviacion
estandar de 15.53 dias. El intervalo entre el segundo
y tercer video fue de entre 78 y 220 dias, con una
media de 142.28 dias y una DE de 40.51 dias. Tras la
aplicacioén de estos intervalos de tiempo, la muestra
de pacientes se redujo de 84 a 33 pacientes.

Para formar el grupo GIT seleccionamos a
los pacientes con paralisis laringea infiltrados con
acido hialurénico en los ultimos 3 afos (enero
2020 - febrero 2022), obteniendo 22 pacientes, a
los cuales se les sigui6é durante un tiempo medio
de 6 meses, y un minimo de 3 meses.

En los pacientes del grupo no infiltrado (GNI)
se analizaron como medida de resultado las varia-
bles cualitativas de recuperacion de la movilidad
y funcionalidad de las cuerdas vocales, asi como
el requerimiento de cirugia como tratamiento
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definitivo. En el grupo de pacientes infiltrados
(GIT) se midi6 (adicionalmente a los criterios del
GNI) la fecha de infiltracion del dcido hialurénico.
Todos los pacientes del grupo GIT fueron infil-
trados dentro del primer mes post diagndstico.

El objetivo primario del estudio fue comparar
la recuperacion de la movilidad y la funcionalidad
delas CCVV en GIT vs GNIL. El segundo propésito
fue analizar las diferencias entre aquellos pacientes
cuya paralisis era bilateral en comparacién con las
unilaterales. Por dltimo, como objetivo terciario,
se tratd de determinar qué factores propiciaban o
evitaban la necesidad de cirugia como tratamiento
definitivo de la parilisis, ya que al conocer dichos
factores se podria actuar desde el momento del
diagnostico de la lesion de una manera mas eficaz
y orientada, mejorando el pronéstico funcional de
estos pacientes.

El trabajo fue aprobado por el Comité de Etica
e Investigacion del Hospital Universitario de Fuen-
labrada (HUF) en noviembre de 2021.

Se incluyeron pacientes mayores de edad
diagnosticados de paralisis de CCV'V. Se inclu-
yen en el trabajo solo a aquellos pacientes que
contaran con tres 6 mas exploraciones en las
que se observara la evolucidn de la pardlisis.
Ademas, se incorpord una muestra de pacientes
con paralisis bilateral y otra muestra de paralisis
unilaterales. Se excluyeron a todos los pacientes
menores de edad.

Para el estudio estadistico, las variables de tipo
cualitativo citadas anteriormente se analizaron
mediante el test de chi cuadrado, con un inter-
valo de confianza del 95%. Para ello se utiliz6 el
programa SPSS Statistics, version 27.0, 2020, IBM
Corporation asi como Microsoft Excel, version
17.0, 2019.

RESULTADOS

55 pacientes fueron incluidos en el estudio, 33
de los cuales pertenecian al GNI y 22 de ellos al
GIT. Del total de sujetos, 37 eran mujeres (67%) y
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18 varones (33%). La media de edad de los pacientes
fue de 59.18 anos (DE 16.57).

La etiologia de las paralisis fue post tiroidecto-
mia en un 54.5%, resultando la causa mas frecuente.
En un 27.3% fue idiopdtica y en el 18.2% restante las
causas de paralisis fueron variadas, principalmente
de etiologia compresiva.

Tras un tiempo medio de 4 dias (rango 0-8
dias) desde el inicio de los sintomas, se diagnos-
ticaron el 100% de las paralisis vocales. Tras el
diagnostico, todos los pacientes fueron infiltrados
dentro de los 30 primeros dias. El tiempo medio
que transcurri6 entre el diagnostico y el tratamiento
mediante laringoplastia fue de 12 dias (rango 3-28).

Respecto al primer objetivo basado en compa-
rar la recuperacion de la movilidad y funcionalidad
de las CCVV se extraen los siguientes resultados
(Tabla 1). De los 33 pacientes que conforman el
GNI, un 21% recuperaron la movilidad de las
CCVYV de forma completa; bien de forma espon-
tanea (n=6) o bien tras logopedia (n=1). Un 51%
(17/33) de los pacientes recuperaron la funciona-
lidad de las CCVV por compensacion, lo que les
permitié tener una mejora en la calidad de la voz
sin observar una clara mejoria en la movilidad
cordal. El 27% (9/33) restante no recuperaron la
movilidad ni la funcionalidad de las CCVV (incluso
tras tratamiento logopédico y fonidtrico en 6 de
ellos) requiriendo cirugia definitiva de tiroplastia.

Respecto al GIT, un 63% de los mismos recu-
peraron la movilidad tras la infiltracién con 4cido
hialurénico. Un 13% lograron una compensacion

Tabla 1. Comparacién de la recuperacion en pacientes
infiltrados vs no infiltrados de dcido hialurénico.

GNI (grupo GIT (grupo
no infiltrado) infiltracion
(n=33) temprana) (n=22)
Recuperacion de la movilidad | 21% (n=7) 63% (n=14)
Recuperacion funcionalidad | 51% (n=17) 13% (n=3)
No recuperacion (cirugfa 27% (n=9) 21% (n=5)
correctora)
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de la otra cuerda vocal no paralizada. E121% nece-
sitaron cirugfa: dos de ellos recibieron una segunda
infiltracién 4 meses después de la primera, y tres
de ellos optaron directamente por la tiroplastia.

Los resultados del grupo de pacientes infiltra-
dos con acido hialurénico son significativamente
mejores (p=0.001) en cuanto a recuperacién de
la movilidad de las CCVV se refiere. Un 63% de
los pacientes infiltrados con acido hialurénico
recobran la movilidad completa, frente al 21% del
grupo no infiltrado.

Ademas, se observa una ligera reducciéon no
significativa (p=0.14) en la necesidad de cirugia de
medializacion cordal en los pacientes infiltrados
(27% GNI versus 21% del GIT).

Para abordar el segundo objetivo basado en
analizar las diferencias entre paralisis unilaterales

Grupo no infiltrado

y bilaterales, primero clasificamos a los pacientes
de ambos grupos en paralisis unilateral/bilateral
(Figura 1) y después comparamos los resultados
medidos en el objetivo 1 segun este criterio (Tabla
2). Se encontraron diferencias significativas entre
los pacientes con paralisis unilateral del GNI vs
GIT (p=0.009). Ambos grupos bilaterales no son
comparables entre si, ya que el grupo que no se
infiltra es debido a que no es candidato a tal terapia
por el compromiso de la via aérea que sufren estos
pacientes al tener la cuerda paralizada en posicion
medial.

De los 19 pacientes con paralisis bilateral de
CCVV 12 fueron en abduccién y 7 en aduccion.
Los pacientes con pardlisis bilateral en aduccion
requirieron traqueotomia para garantizar la seguri-
dad de la via aérea, siendo imposible la infiltraciéon

Grupo de infiltracion temprana

n=33 (100%)

24 (73%)

14 (58%) CVI

10 (42%) RoAdY
9 (27%)

GNI Paralisis

bilateral

Paralisis
unilateral

n=22 (100%)

12 (55%)

8(67%) CVI

GIT Paralisis
unilateral

Paralisis
bilateral

Figura 1. Clasificacién de los pacientes segtin su tipo de paralisis.

Tabla 2. Comparacién de la recuperacion de pacientes con paralisis unilaterales vs bilaterales.

Paralisis bilateral Paralisis bilateral Paralisis unilateral Paralisis unilateral
grupo no infiltrado grupo infiltracion grupo no infiltrado grupo infiltracion
(n=9) temprana (n=10) (n=24) temprana (n=12)
Recuperacion de la movilidad 11% (n=1) 80% (n=8) 25% (n=6) 50% (n=6)
Recuperacion funcionalidad 22% (n=2) 10% (n=10) 63% (n=15) 17% (n=2)
No recuperacion (cirugfa correctora) | 67% (n=6) 10% (n=10) 12% (n=3) 33% (n=4)
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laringea en este grupo. Sin embargo, los pacien-
tes con paralisis bilateral en abduccion, fueron
sometidos a laringoplastia temprana, mejorando
la funcionalidad laringea en un 75%. Dentro del
grupo de pacientes con paralisis bilateral en aduc-
cién no infiltrados, se obtuvo una mejoria funcional
del 45%.

Respecto al tercer objetivo no se encontraron
factores prondsticos que determinaran qué varia-
bles hacian mds proclives a los pacientes a necesitar
tratamiento quirdrgico definitivo.

DISCUSION

La mejoria en los pacientes del estudio con
paradlisis de CCVV que fueron infiltrados con acido
hialurénico en comparacién con aquellos que no
se infiltraron es estadisticamente significativa. Esto
concuerda con lo descrito en la literatura existente
acerca del tema. Midskiewicz et al. [4], analizaron
una muestra de 34 pacientes con insuficiencia
gldtica, 18 de ellos padecian paralisis unilateral de
cuerda vocal y 16 presbifonia. Llegaron a la conclu-
si6n de que la infiltracion laringea temprana mejora
la movilidad y funcién glética en ambos grupos.
Ademas, es un procedimiento seguro y eficaz, con
pocos efectos adversos objetivados. Este mismo
grupo [5], compard6 los resultados a largo plazo
tras laringoplastia mediante infiltracién de acido
hialurdnico e hidroxiapatita calcica, sin encontrar
diferencias significativas en la efectividad entre
ambos productos tras 24 meses de seguimiento.

En cuanto a los materiales infiltrados a la
hora de realizar laringoplastias, actualmente se
dispone de varios materiales. En nuestro trabajo se
analiz6 el efecto de la infiltracion de acido hialuré-
nico, aunque se pueden usar otras sustancias con
resultados similares. Zelenik et al. [6], estudiaron
mediante una revision sistematica las diferen-
cias entre la infiltracién con grasa autéloga versus
hidroxoapatita célcica, objetivando, tras 5 afios de
seguimiento, que ambos materiales tenian simi-
lares resultados mejorando el VHI y el tiempo
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maximo de fonacion. A pesar de que, como hemos
visto, muchos articulos defienden que no existen
grandes diferencias entre los diferentes materiales
disponibles, Lahav et al [7] afirma en su estudio
que la infiltracién de grasa autéloga es el mejor
compuesto si se quiere prolongar los efectos de la
infiltracién en el tiempo.

En un estudio llevado a cabo en 2017 por Itziar
Gotxi-Erezuma et al. se concluye que la laringoplas-
tia con inyeccion de dcido hialurénico guiada por
electromiografia en etapas precoces de la patologia
proporciona el tratamiento temporal del defecto
de cierre glotico con baja tasa de complicacio-
nes y mejoria de la calidad de vida del paciente,
pudiendo probablemente disminuir la necesidad de
tratamientos posteriores [8]. Nosotros preferimos
realizar la infiltracién video guiada, ya que nos
permite objetivar la medializacién de la cuerda
vocal y adecuar el volumen de acido hialurénico
necesario segtin la anatomia laringea.

Estas conclusiones son también avaladas por
un estudio llevado a cabo en el Seoul National
University Hospital en pacientes con paralisis
laringea unilateral de origen oncolégico. En este
trabajo se observo que la infiltracién de dcido
hialurénico mejoraba significativamente el cierre
gldtico y la posicion de las cuerdas, asi como la
calidad de vida relacionada con la voz. Aunque no
hubo diferencias significativas tras el tratamiento
en los resultados relacionados con la deglucién, los
pacientes que se sometieron a una laringoplastia
dentro de las 8 semanas posteriores al diagndstico
mostraron mejoras significativamente mayores
que los pacientes que recibieron el procedimiento
transcurridas 8 semanas o mas desde el mismo, lo
que apoya la infiltracién temprana [9].

En las guias de préctica clinica de la Sociedad
Coreana de Laringologia, Foniatria y Logopedia
se sugiere realizar la infiltracion laringea en una
etapa temprana de la paralisis con inyeccién de
materiales temporales (como es el caso del acido
hialurénico) para prevenir las complicaciones
pulmonares y asegurar asi la calidad de vida de
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un paciente con altas demandas vocales (con un
grado de recomendacion fuerte y una calidad de
evidencia moderada) [10].

Una revision sistematica sobre la laringo-
plastia con 4cido hialurénico para el tratamiento
de la paralisis unilateral de las CCVV demostrd
que esta actuacion mejoraba la insuficiencia del
cierre glotico y la calidad de vida y prolongaba el
tiempo maximo de fonacién. Sin embargo, aunque
la infiltracién pueda lograr un efecto a largo plazo
y reducir la necesidad de tiroplastia, la duracién
del efecto del tratamiento varid entre los distintos
estudios [11].

Dentro de nuestra muestra de pacientes infil-
trados, dos de ellos fueron reinfiltrados aproxima-
damente 4 meses después de la primera inyeccion.
Como se ve en la revision sistematica [11], la dura-
cion del efecto del acido hialurénico es variable
y, aunque en un gran porcentaje de casos (76%
en el caso de nuestro trabajo) funciona de forma
duradera y evita cirugias posteriores, hay ciertos
supuestos en los que son necesarias varias infil-
traciones o una cirugia definitiva tras esta técnica
(21% de los pacientes de nuestro estudio).

Liao et al. [12], estudiaron la mejoria funcio-
nal que genera la laringoplastia con diferentes
materiales mediante una revisién sistematica que
incluyé 214 pacientes intervenidos de tiroidectomia
y con paralisis unilateral de cuerda vocal posterior.
Concluyeron que la infiltracion laringea mejora los
pardmetros actsticos en estos pacientes y destaca
la grasa autéloga como material mas duradero.

En cuanto a la infiltracién con acido hialuré-
nico, algunos estudios publicados muestran que
la duracién del efecto tras una tnica infiltracion
de 4cido hialurénico podria depender en parte de
los niveles de concentracion del material, ya que
la tasa de procedimientos secundarios al afio fue
del 14,1% en aquellos con bajas concentraciones
de hialurdnico vs 4.3% en los infiltrados con acido
hialurdnico a altas concentraciones [13].

La laringoplastia, al mejorar el cierre glético,
se ha propuesto como tratamiento para reducir
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las aspiraciones en pacientes con paralisis cordal.
Ademds, mejora la eficacia de la tos contribuyendo
a evitar neumonias aspirativas. Pan et al. [14] reali-
zaron una revision sistemdtica con 587 pacien-
tes afectados de pardlisis laringea y que sufrian
aspiraciones. En este estudio se encontr6 que la
infiltracién mejoraba la puntuacién en la escala
Penetracién-Aspiracion (EPA), aunque ningtn
trabajo incluido contaba con grupo control. Por
esto, esta revision concluye que se deben realizar
mas investigaciones futuras para verificar esta
mejoria.

Reder et al. [15], estudiaron 90 pacientes
hospitalizados con disfagia, analizando diferentes
pardmetros en estos pacientes antes de infiltraciéon
laringea y después de someterse a infiltracion.
Obtuvieron resultados prometedores, conclu-
yendo que la laringoplastia mejora la puntuacién
en escalas deglutorias, reduce la necesidad de bron-
coscopia y reintubacion, acelera la reintroduccién
de dieta oral en estos pacientes.

A la hora de realizar una laringoplastia,
también habria que tener en cuenta el sexo del
paciente, ya que ciertas publicaciones avalan que
la cantidad de material requerido para conseguir
medializar las CCVV en varones y mujeres es signi-
ficativamente diferente. Debido al menor tamano
de la laringe femenina se observa una incidencia
mayor de extrusion de acido hialurénico a través
del espacio cricotiroideo [16]. En nuestro estudio,
adecuamos el volumen infiltrado a la anatomia
laringea y no al sexo del paciente, obteniendo
resultados prometedores.

Comparando estos datos con los extraidos
de un estudio llevado a cabo en el departamento
de Otorrinolaringologia del Mount Sinai (Nueva
York, EEUU) en pacientes con disfonia, se obtie-
nen conclusiones similares [10]. En este estudio se
evaluaron los resultados (VHI-10 score pre/post
tratamiento) de los pacientes tratados con inyeccién
grasa vs. tiroplastia de medializacion. El indice de
incapacidad vocal (VHI-10) disminuy6 de media,
10,72 puntos en el grupo infiltrado y 11,6 puntos en
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el grupo de cirugia de medializacion, de lo que se
concluye que no hay diferencias significativas en la
mejorfa de la voz entre ambos tratamientos. Si las
diferencias, mds alld de la duracién mads limitada
de la infiltracion, no son significativas en cuanto a
la mejoria de la calidad de la voz reportada por los
pacientes, la infiltracion puede ser una alternativa
igual de valida y menos cruenta que la cirugia [17].

Sin embargo, no todos los pacientes son
candidatos 6ptimos a una infiltracién temprana
con hialurénico. En el caso de los pacientes con
alto riesgo de aspiracion, segun las guias coreanas
nombradas anteriormente, se debe considerar
(con un grado de recomendacion fuerte y calidad
de evidencia moderada) una tiroplastia de media-
lizacién en el mismo momento diagnéstico [10].

Marques et al, han demostrado recientemente
que la infiltracién temprana reduce las infeccio-
nes pulmonares, mejora los parametros actsticos
vocales y reduce la estancia hospitalaria. Ademis,
coincide con nuestro estudio afirmando que dismi-
nuye la necesidad de tiroplastia [18].

En cuanto a la afectacion en la calidad de vida,
un trabajo llevado a cabo en 2018 por Francis et
al. [19] confirma que la infiltracién temprana de
los pacientes con pardlisis de CCVV repercute
de manera beneficiosa en el estado de danimo del
paciente disminuyendo la frustracién, el miedo
y el aislamiento que esta patologia produce en
muchos casos. Por ello, es importante, no solo
un enfoque desde el punto de vista fisico, sino
también comprender como afecta esta condicion
a su dimension psicosocial para poder tratar la
pardlisis de manera global en el paciente.

Ademds, entre otras ventaj as, destacamos que
la laringoplastia es un procedimiento no invasivo
que se puede realizar en consulta, omitiendo la
necesidad de una anestesia general [20,21].

CONCLUSIONES

La infiltracién temprana con acido hialurénico
en los pacientes con paralisis laringea produce una
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mejoria significativa y rapida en la recuperacion de
la movilidad de las cuerdas vocales en comparacion
con los pacientes no infiltrados, que simplemente
recuperan la funcionalidad por compensacion de
la cuerda vocal sana.

Aunque se observa una necesidad menor de
cirugia permanente en los pacientes infiltrados, las
diferencias no son estadisticamente significativas
comparadas con el grupo no infiltrado, por esto se
necesitarian mas estudios para verificar este hecho.
Los resultados de este estudio apoyan la indicacién
precoz de la laringoplastia de inyeccién con acido
hialurénico en los pacientes que deseen recobrar la
movilidad delas CCV'V tras una parilisis laringea.
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RESUMEN: Introduccién y objetivo: La disfagia orofaringea es un sintoma clinico de alta prevalencia,
caracterizado por la dificultad en la deglucion, que presenta diversos factores etioldgicos. Su tratamiento
se realiza de manera multidisciplinar, incluyendo diversos profesionales de ciencias de la salud. El objetivo
es conocer la prevalencia de la disfagia orofaringea en pacientes adultos. Método: Se realizé una busqueda
bibliografica de estudios relativos a la prevalencia de disfagia orofaringea en pacientes adultos. El cribado y
la seleccion de estudios se realiz6 a través del método Preferred Reporting Items for Systematic Reviews and
Meta-Analyses (PRISMA). Se realizé un analisis estadistico de las variables consideradas relevantes para
el estudio. Resultados: Un total de 29 estudios fueron seleccionados. La prevalencia total de la disfagia se
presentd con una probabilidad de p = 0.39, en un intervalo de confianza de (IC 95% 0.303 - 0.476). Discusion:
Existe asociacion o correlacion entre la disfagia y diversos estados clinicos o patologias del paciente. Se ha
encontrado una relacion directa entre la prevalencia de la disfagia y una edad avanzada. Conclusiones: La
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disfagia orofaringea se present6 con una alta prevalencia segn los estudios seleccionados. Las enfermedades
neuroldgicas, la malnutricién y la neumonia fueron los principales estados comérbidos en los pacientes
con disfagia. La funcion de enfermeria permanece practicamente ausente en los estudios seleccionados.

PALABRAS CLAVE: disfagia, prevalencia, revision sistematica.

SUMMARY: Introduction and objective: Oropharyngeal dysphagia is a highly prevalent clinical sumptom,
characterized by difficulty in swallowing, presenting various etiological factors.Its treatment is carried out
in a multidisciplinary manner, including various health sciences professionals. The aim of this study is to
know the prevalence of oropharyngeal dysphagia in adult patients. Method: A bibliographic search of studies
related to the prevalence of oropharyngeal dysphagia in adult patients was carried out. The screening and
selection of studies was conducted, following the Preferred Reporting Items for Systematic Reviews and
Meta-Analyses (PRISMA) declaration guideline A statistical analysis of the variables considered relevant
for the study was performed. Results: A total of 29 studies were selected. The total prevalence of dysphagia
was presented with a probability of p = 0.39, within a confidence interval of (95% CI 0.303 - 0.476). Discus-
sion: There is an association or correlation between dysphagia and various clinical states or pathologies of
the patient. A direct relationship has been found between the prevalence of dysphagia and advanced age.
Conclusions: Oropharyngeal dysphagia presented with a high prevalence according to the selected studies.
Neurological diseases, malnutrition and pneumonia were the main comorbid conditions in patients with
dysphagia. The nursing function was absent in most of the studies.

KEYWORDS: dysphagia, prevalence, systematic review.

INTRODUCCION

La disfagia orofaringea es un sintoma clinico
definido por la dificultad de mover de manera
efectiva el bolo alimentario desde la boca al es6fago.
La disfagia es una condicion clinica altamente
prevalente, la cual se estima que afecta al 13% de
la poblacién total mayor de 65 afios. La prevalen-
cia de la disfagia suele ser mayor en la poblacién
anciana que reside en centros sociosanitarios. Se
ha reportado que el 52.7% de las personas mayores
de 65 afios que viven en centros sociosanitarios
presentan esta condicion clinica [1, 2].

Los sintomas mds prominentes en la disfa-
gia son: aspiracion, reduccion en la ingestion de
comida y bebida, carraspeos excesivos, tos, voz
ronca, periodos de ventilacidn atipicos e intentos
deglutorios repetitivos. A pesar de la presencia de
los sintomas, la disfagia pasa desapercibida por los
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propios pacientes y los profesionales de la salud no
siempre logran detectarla [1, 3, 4].

La disfagia puede provocar consecuencias
severas en la salud de los pacientes, siendo las
mads importantes la neumonia por aspiracion, la
malnutricién y la deshidratacion. Ademas, reduce
drasticamente la calidad de vida de los pacientes e
incrementa el riesgo de mortalidad [1, 2].

Los factores etioldgicos de la disfagia son
multiples, pudiendo dividir estos en varios grupos
diagnosticos: neurolégicos, musculoesqueléticos,
oncolégicos, infecciosos, iatrogénicos, derivados
de la medicacidn, cardiorrespiratorios, autoliticos,
psiquidtricos y otros. Aunque el factor predo-
minante en la aparicion de disfagia es el factor
asociado ala edad [1, 3, 4].

El principal método diagnéstico para la disfa-
gia es el estudio videofluoroscépico de la deglucion
(VESS), siendo este una exploracion dindmica con
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capacidad de evaluar la seguridad y eficacia de la
deglucion. Ademas, permite una medida precisa de
la respuesta orofaringea al acto de deglucion. Otro
método diagnostico ampliamente extendido es la
evaluacion fibroscopica de la deglucion (FEES), la
cual presenta una perspectiva anatomica diferente
del primer método mencionado, pudiendo usarse
ambos de manera complementaria [1, 2].

Existen diversos métodos de valoracion de la
disfagia, pero hay dos que se presentan de manera
predominante. La herramienta Eating-Assesment
Tool-10 (EAT-10) es un instrumento autoadminis-
trado y de puntuacion directa para la evaluacion
de los sintomas de disfagia, que ha demostrado una
consistencia interna y reproductibilidad excelentes.
Su validez y fiabilidad han sido probadas en pacientes
con trastornos de la deglucion debidos a diferen-
tes etiologias, tanto para el establecimiento inicial
como para la valoracion de sus sintomas. El método
de valoracion de la deglucién volumen-viscosidad
(V-VST) es una herramienta de cribado de pacientes
con disfagia, que identifica los signos clinicos de una
limitacion en la eficacia y seguridad de la deglucion. Es
capaz de seleccionar el volumen y viscosidad de bolo
alimentario que el paciente deberia ingerir para lograr
la méaxima seguridad y eficacia en su deglucion [5, 6].

El tratamiento de la disfagia se realiza de
manera multidisciplinar, incluyendo a médicos,
enfermeras, cuidadores, dietistas y logopedas.
La enfermera comunitaria ejerce un papel muy

importante, desde la identificacion de los signos
y sintomas de la disfagia hasta el tratamiento y la
aplicacién de cuidados al paciente. La enfermera
comunitaria debe de ser capaz de detectar cuando
las personas presentan problemas en la deglucion.
Preguntas acerca de la deglucion de los pacientes
deberian formar parte de la asistencia holistica
llevada a cabo en el ambito comunitario. A su vez,
el cribado de pacientes con disfagia deberia formar
parte de la asistencia general [2, 4].

El objetivo general del estudio es conocer la
prevalencia de la disfagia en pacientes adultos.
Los objetivos especificos son conocer los cuadros
clinicos o patologias comoérbidas en los pacientes
con disfagia, conocer la funcién del profesional de
enfermeria en la prevencion, diagnoéstico y trata-
miento del paciente adulto con disfagia, y conocer
los métodos de valoraciéon mas utilizados para la
disfagia en pacientes adultos.

MATERIAL Y METODO

Revision sistematica en las bases de datos elec-
tronicas PubMed, Web of Science (WoS) y EMBASE.
Ademds de estas bases de datos, se han extraido arti-
culos a partir de la bibliografia de dos articulos consi-
derados clave para el desarrollo de este trabajo [7, 8].
Las estrategias de busqueda se han elaborado a través
de descriptores Medical Subject Headings (MeSH) y
palabras clave, que se resumen en la Tabla 1.

Tabla 1. Estrategias de busqueda utilizadas en bases de datos.

PubMed

Nursing AND (dysphagia OR swallowing disorders). Nursing AND prevalence AND dysphagia AND hospitalized AND patients.
Dysphagia AND aspiration pneumonia AND prevalence. Dysphagia AND prevalence AND elderly. Dysphagia AND prevalence AND
old. Dysphagia AND prevalence AND older. Dysphagia AND prevalence AND elderly AND nursing. Adult AND hospitalised AND
screening AND prevalence AND dysphagia.

WOS

TS= (adult AND hospitalised AND (screening OR prevalence) AND dysphagia)

EMBASE

(‘adult’/exp OR ‘adult’ OR ‘adults’ OR 'grown-ups' OR 'grownup’ OR 'grownups') AND (‘dysphagia'/exp OR ‘aphagopraxia’ OR
deglutition difficulty’ OR 'deglutition disorder' OR ‘deglutition disorders’ OR 'difficult deglutition’ OR ‘difficulty in swallowing’ OR
difficulty swallowing' OR ‘dysphagia’ OR 'dysphagias’ OR ‘swallowing difficult' OR 'swallowing difficultness’ OR 'swallowing difficulty’
OR 'swallowing disorder') AND (‘hospital patient /exp OR 'hospital patient’ OR 'hospitalised patient’ OR 'hospitalised patients’ OR
‘hospitalized patient' OR ‘hospitalized patients' OR 'in-hospital patient' OR ‘in-hospital patients' OR 'in-patient' OR 'in-patients’ OR
'inpatient' OR 'inpatients’ OR 'patient, hospital’) AND ('screening'/exp OR ‘multiple screening’ OR 'prescreening’ OR ‘project, screening’
OR 'screening’ OR 'screening method" OR 'screening procedure OR 'screening program’ OR 'screening programme’ OR 'screening
project’) AND (‘prevalence’/exp OR 'prevalence’ OR ‘prevalence study’)
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Criterios de elegibilidad

Criterios de inclusién: Pacientes adultos
(mayores de 18 afios), estudios de prevalencia de
la disfagia (transversales o longitudinales, prospec-
tivos o retrospectivos), estudios de comorbilidad de
la disfagia con una patologia causal o una situaciéon
clinica especifica, idioma inglés o espafiol.

Criterios de exclusion: Articulos de opinién
o cartas al editor, estudios descriptivos o guias
asistenciales.

Estrategia de extraccién y andlisis de datos

La informacién recogida en la extraccién de
datos ha sido organizada en diferentes tablas de
Microsoft Excel. En la tabla principal, la infor-
macion obtenida de los estudios se ha clasificado
segun las variables: autor, aflo de publicacion,
tipo de estudio, nimero de pacientes del estudio,
estancia de los pacientes, edad media del nimero
total, desviacion tipica, rango de edad inferior y
superior, técnicas diagndsticas, numero total de
pacientes con disfagia, edad media de los pacientes
con disfagia, desviacion tipica, patologias asociadas,
uso de cuestionarios EAT-10 y V-VST, funcién
de enfermeria, anotaciones y calidad del articulo.

Se realizaron dos tablas mas. La primera clasi-
ficando la informacién recogida en funcion de la
patologia base y/o la causa de disfagia; indicando
el numero de pacientes totales para cada patologia.
La segunda clasificando la informacién en funcién
de la situacion clinica de los pacientes; indicando
el nimero de pacientes totales para cada situacion.

Tras la clasificacion de la informacién, se
realizé un analisis cualitativo y cuantitativo de los
datos obtenidos a partir de los articulos seleccio-
nados. Las variables cualitativas (procedencia de
los pacientes, tipo de estudio, patologias, técnicas
diagnésticas...) fueron analizadas a través de chi*y
las variables cuantitativas (prevalencia de pacientes
con disfagia) fueron metanalizadas aplicando el
modelo de efectos aleatorios. Para esta serie de
analisis se utilizo el software estadistico Jamovi (The
Jamovi Project 2021 version 2.2).
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Tras la revision de los estudios seleccionados,
se realiz6 una valoracion del riesgo de sesgo segiin
la escala ROBINS-I (https://methods.cochrane.
org/methods-cochrane/robins-i-tool). Se utilizo el
software informdtico Revman 5 (Review Manager
5.4) para elaborar los gréficos.

RESULTADOS

Seleccién de articulos

El proceso de seleccion se encuentra resumido
en la Figura 1. Tras la busqueda bruta, se hallaron
219 articulos procedentes de las bases de datos
ya mencionadas. Los articulos duplicados fueron
eliminados, asi como los que se encontraban en otro
idioma que no fuera espanol o inglés, quedando
un total de 197 articulos. De estos articulos, no se
pudo acceder al texto completo de 136, por lo que
61 articulos fueron finalmente recuperados en la
busqueda. De estos, se seleccionaron los articulos
cuyo titulo o resumen cumplia con el objetivo
del estudio, quedando un total de 36 articulos
para ser evaluados a texto completo. De ellos, 8
fueron excluidos por no cumplir con los criterios de
seleccion, llegando al final a un nimero total de
28 articulos incluidos en el estudio [7-34]. Uno
de los articulos contiene dos serie por lo que se
separan como estudios diferentes [15] “8 articulos
seleccionados, 29 estudios).

Caracteristicas del estudio

Los articulos seleccionados datan desde el afio
2008 hasta el afio 2021, habiendo un incremento
de articulos durante los tltimos 5 afios.

De los 28 articulos revisados [7-34], recogidos
en la Tabla 2 se ha obtenido un nimero total de
44360 pacientes, de los cuales 8773 presentaban
disfagia. Estos pacientes han sido divididos en 3
grupos, segiin muestran las Tablas 3 y 4 hospitali-
zados, no hospitalizados y de procedencia mixta.
La mayor parte de los pacientes con disfagia prove-
nfan de procedencia mixta, siendo este el grupo
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Identificacion de nuevos estudios via bases de datos y archivos

Registros eliminados antes del cribado:

e
iS Regisfros identificados desde: Duplicados (n = 5)
g Bases de datos (n = 219) Registros seialados como inelegibles
= Registros (n = 0) por herramientas de automatizacion (n = 0)
§ Registros retirados por otras razenes (n = 17)
Registros cribados Registros no encentrados
(n =197) (n=136)
-§ Documentos recuperados en la busqueda Documentos no recuperados
£ (n=61) (n=25)
[5)
Documentos excluidos:
Documentos evaluados para elegibilidad Revisiones bibliograficas (n=5)
(n =36) s Cartas al director (n = 1)
Guias asistenciales (n = 2)
o Nuevos estudios incluidos en la revision
3 (n =28)
3 Registros de nuevos estudios incluidos
o
= (n=0)

Figura 1. Diagrama PRISMA de la seleccion de articulos.

con mayor numero de pacientes y en el que la
prevalencia de la disfagia era menor. En estudios
prospectivos se obtuvo una mayor muestra de
pacientes totales y por tanto un mayor numero de
pacientes con disfagia (Tabla 5).

En los 29 estudios incluidos la prevalencia de
disfagia fue p = 0.39 (IC 95% 0.303 - 0.476) con
una heterogeneidad muy elevada (12=99.68%).

La Figura 2 muestra el Forest Plot con la preva-
lencia de pacientes con disfagia en los 29 estudios
seleccionados. La Figura 3 muestra el sesgo de
publicacién mediante Fuunel Plot.
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Se calculd ademds la prevalencia de la disfagia
de manera independiente en estudios prospectivos
(24 estudios) y estudios retrospectivos (5 estudios).

La prevalencia en estudios prospectivos fue
p=0.413 (IC 95% 0.323 - 0.504) y en retrospectivos
de p =0.278 (IC 95% 0.03 - 0.526), la diferencia
no resulto significativa (Figura 4).

La heterogeneidad resulté muy elevada en
ambos grupos (12 99.63% en estudios prospectivos
Y 99.62% en retrospectivos).

En ambos grupos habia sesgo de publicacién
(Figuras 5y 6).
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Tabla 3. Disfagia en los pacientes segtin su procedencia.

Pacientes disfagia No disfagia Total

HOSPITALIZADOS 920 2156 3076

NO HOSPITALIZADOS 2152 5081 7233

PROCEDENCIA MIXTA 5701 28350 34051

Total 8773 35587 44360

Tabla 4. Proporciones de presencia de disfagia en los pacientes segun su procedencia.
Disfagia
Procedencia de los DISFAGIA NO DISFAGIA Total
pacientes

HOSPITALIZADOS Observados 920 2156 3076
% en la fila 29.9% 70.1% 100.0%
% en la columna 10.5% 6.1% 6.9%
% total 2.1% 4.9% 6.9%

NO HOSPITALIZADOS | Observados 2152 5081 7233
% en la fila 29.8% 70.2% 100.0%
% en la columna 24.5% 14.3% 16.3%
% total 4.9% 11.5% 16.3%

PROCEDENCIA MIXTA | Observados 5701 28350 34051
% en la fila 16.7% 83.3% 100.0%
% en la columna 65.0% 79.7% 76.8%
% total 12.9% 63.9% 76.8%

Total Observados 8773 35587 44360
% en la fila 19.8% 80.2% 100.0%
% en la columna 100.0% 100.0% 100.0%
% total 19.8% 80.2% 100.0%

Tabla 5. Numero de pacientes segtn el tipo de estudio.
Disfagia
Tipo de estudio Si No Total

Retrospectivo 233 1639 1872

Prospectivo 8540 33948 42488

Total 8773 35587 44360
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Figura 2. Gréfico Forest Plot para todos los estudios seleccionados.
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Figura 3. Gréfico Funnel Plot para todos los estudios seleccionados.
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Figura 6. Grafico Forest Plot para los estudios retrospectivos.
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Figura 7. Grafico Funnel Plot para los estudios retrospectivos.
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Los sesgos evaluados con escala Robins-I
fueron bajos predominando el sesgo en la selec-
cion de los participantes en el estudio y el sesgo
debido a la confusion (Figuras 8 y 9).

DISCUSION

Se han encontrado diferentes variables de
relevancia en los estudios seleccionados.

Muchos estudios han encontrado asociacion
o correlacion entre la disfagia y otro tipo de pato-
logias, estados clinicos del paciente o sindromes:
enfermedades neurolodgicas [8, 17, 28], malnutri-
cion [8-11, 14, 24, 31], disfonia [22], neumonia
[23, 25, 26], afectacion en las actividades de la
vida diaria [9, 15, 18, 26, 28], uso de psicofarmacos
[27], mala condicién bucal [19, 30], reduccidén
de la fuerza muscular [10, 33], anorexia nerviosa
[34], demencia [14] y reflujo gastroesofagico [16].
Como se puede observar, el punto de vista desde el
que se abordan los estudios de la disfagia es muy
heterogéneo, apareciendo esta como consecuencia
o como causa de diferentes patologias o estados
clinicos de los pacientes.

Varios estudios determinaron una relaciéon
directa entre la prevalencia de la disfagia y una edad
avanzada en los pacientes, clasificando esta como
un sindrome geriatrico y remarcando una especial

relevancia en la prevencion y el tratamiento de la
disfagia en pacientes ancianos (7, 8, 14, 18, 23, 32, 33].

Otros estudios hallaron que la mayoria de los
pacientes no eran conscientes de padecer disfagia
o que desconocian sus sintomas, la existencia de
un tratamiento o la propia afeccién y que la preva-
lencia de la disfagia era subestimada dentro de la
comunidad [13, 20, 22, 33].

Para la valoracion de la disfagia en los pacientes
se han utilizado diferentes tests, presentindose
dos de ellos como predominantes: el EAT-10 y el
V-VST. Hemos podido observar que el EAT-10 es
el test de valoracién mas utilizado por los autores
[7,8,29, 33, 10, 15-18, 20, 24, 26] y que posee un
alto nivel de deteccion. El V-VST es el segundo
test mas utilizado por los autores de los estudios,
utilizdndose en ocasiones en conjunto con el test
EAT-10 [9, 14, 17, 29, 33]. El resto de los autores
utilizaron para la valoracion otro tipo de tests,
siendo muchos de estos tests elaborados por el
propio autor del estudio. Por lo tanto, podemos
observar mucha heterogeneidad en la valoracién
de la disfagia entre los autores que no utilizan los
dos tests mencionados.

Con respecto a las técnicas diagnosticas de la
disfagia, observamos mucha heterogeneidad entre
ellas, siendo la mas recurrente la VFSS [25, 32, 34],
seguida por la FEES [17, 28]. Ocho estudios mas

Sesgo debido a la confusién

Sesgo enla seleccion de participantes en el estudio

Sesgo enla clasificacion de intervenciones

Sesgo debido a las desviaciones de las intervenciones previstas
Sesgo debido a la falta de datos

Sesgo en la medicion del resultado

Sesgo en la seleccion del resultado reportado

[
F

0% 25% 50% 75%  100%

[ Low risk of bias

[Junclear risk of bias

Bl High risk of bias

Figura 8. Riesgo de sesgo en el total de articulos mediante Robins-1.
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[11, 12,19, 22, 29-31, 33] presentaron otros tipos
de técnicas diagnosticas. Por lo tanto, solo hemos
podido observar qué tipo de técnica diagnostica se
ha realizado en 13 de los 28 estudios seleccionados.
Uno de nuestros objetivos especificos fue conocer
la actividad de enfermeria en los pacientes con disfa-
gia, ya fuera en su deteccion o en sus cuidados. Dentro
de los estudios seleccionados solo se ha encontrado
uno que mencione la figura de enfermeria, seialando
que la presencia de disfagia pasaba en su mayor parte
inadvertida por las enfermeras. Se animaba a los
organismos de salud a ofertar mayor formacion al
personal de enfermeria para una deteccion y reco-
nocimiento de la disfagia en pacientes [29].

CONCLUSIONES

La prevalencia de la disfagia en pacientes
adultos segtin nuestro estudio, se presentd en el
39% de los pacientes (IC 95% 30.3% — 47.6%).

Las principales herramientas de valoracién de
la disfagia utilizadas fueron el EAT-10y el V-VST.
Las técnicas diagnosticas predominantes fueron
la VFSS y la FEES.

Los principales estados comérbidos en los
pacientes con disfagia fueron enfermedades neuro-
légicas, malnutricién, neumonia, alteracion de
las actividades de la vida diaria y reduccion de la
fuerza muscular.

La funcién de enfermeria en la deteccién y
tratamiento de la disfagia permanece ausente en
la mayoria de los estudios.
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RESUMEN: Introduccion y objetivo: El sindrome de boca ardiente (SBA) es una afeccion crénica, que
cursa con quemazon o dolor de la mucosa bucal, afectando predominantemente a mujeres de edad media.
Puede aparecer como cuadro primario o bien de forma secundaria. La fisiopatologia de esta entidad es
bastante desconocida. Existe un amplio abanico terapéutico, pero por lo general precisa de un abordaje
multidisciplinar. Nuestra intencién es realizar una puesta al dia de la enfermedad para poder hacerla frente
en la consulta de otorrinolaringologia. Método: Revision bibliografica de la literatura. Fecha de publicacion
limitada de 2012 a 2022. Resultados: El SBA presenta una etiopatogenia de caracter multifactorial. Para su
diagnostico es necesario realizar una exhaustiva anamnesis y exploracion. Se diferencian 3 tipos distintos
de SBA, siendo el tipo II el mas frecuente y el mas refractario a la terapia. El adecuado tratamiento se
fundamenta en un correcto diagnostico y debe ser multidisciplinar. Discusién: Es importante resaltar que
es una entidad benigna. Los tratamientos son variados y no hay ninguno que destaque sobre el resto, lo que
dificulta el manejo de estos pacientes. Aunque la bibliografia sobre este sindrome es abundante, no se han
producido en los ultimos anos, importantes innovaciones en cuanto a la etiologia y tratamiento. Conclu-
siones: La anamnesis y los estudios de laboratorio son fundamentales para descartar casusas secundarias
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de la enfermedad. La terapia es diversa y debe incluir derivacién a salud mental como parte del manejo
multidisciplinar.

PALABRAS CLAVE: Sindrome de boca ardiente; glosalgia; glosodinia; glosopirosis; estomatodinia

SUMMARY: Introduction and objective: Burning mouth syndrome (BMS) is a chronic condition that
causes burning or pain of the oral mucosa, predominantly affecting middle-aged women. It can appear
as a primary box or secondary. The pathophysiology of this entity is quite unknown. There is a varied
therapeutic range, but it generally requires a multidisciplinary approach. Our intention is to update the
disease in order to deal with it in the otorhinolaryngology consultation. Method: Bibliographic review
of the literature. Limited release date from 2012 to 2022. Results: BMS has a multifactorial etiopathoge-
nesis. For its diagnosis it is necessary to carry out an exhaustive anamnesis and examination. There are
3 different types of BMS, type II being the most frequent and the most refractory to therapy. Adequate
treatment is based on a correct diagnosis and must be multidisciplinary. Discussion: It is important to
emphasize that it is a benign entity. The treatments are varied and there is none that stands out above
the rest, which makes it difficult to manage these patients. Although the bibliography on this syndrome
is abundant, important innovations in terms of etiology and treatment have not been produced in recent
years. Conclusions: Anamnesis and laboratory studies are essential to rule out secondary causes of the
disease. Therapy is varied and should include referral to mental health as part of multidisciplinary

management.

KEYWORDS: Burning mouth syndrome; glossalgia; glossodynia; glossopyrosis; stomatodynia

INTRODUCCION

El sindrome que hoy conocemos con el nombre
de boca ardiente, ha recibido otros muchos a lo
largos de los afos, entre los que destacan el de gloso-
dinia o estomatodinia [1]. Se trata de un cuadro
clinico croénico, cuyo sintoma principal es el dolor
de boca, descrito como urente, que asocia otros
trastornos sensitivos en las encias, la lengua y los
labios [2]. Aproximadamente dos tercios de las
personas con SBA experimentan una reduccion del
sabor, que ademas suele tener un cardcter metélico
o amargo [2]. En el examen fisico de la cavidad oral
no se aprecian lesiones que expliquen la clinica, y
la sintomatologia suele disminuir con la ingesta
de liquidos o alimentos [1]. Esta patologia es mas
frecuente en mujeres y en pacientes de edad avan-
zada. Existen estudios que muestran la asociacion
de este sindrome con enfermedades psiquidtricas,
hormonales, cambios estructurales y funciona-
les del sistema nervioso y disrupciones del ritmo
circadiano [3]. Es esencial, de cara al tratamiento,
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diferenciar entre SBA idiopatico y el SBA secundario
a una causa conocida [1-3]. Hay falta de consenso
respecto a su etiologia, fisiopatologia y diagnos-
tico, lo que dificulta la actitud terapéutica. Se han
utilizado medicamentos topicos y sistémicos con
diversos grados de éxito. La intervencién multidis-
ciplinar debe incluir a los equipos de salud mental,
que ayudan al paciente a encontrar estrategias para
afrontar el dolor y reducir el sufrimiento, siendo
beneficiosa para reducir su sufrimiento [3].

Dada la escasa frecuencia de este sindrome,
las dificultades diagndstico-terapéuticas que
plantea y la gran cantidad de literatura cientifica no
concluyente, se presenta una revision bibliografica,
que pretende resumir la evidencia cientifica mas
reciente, para facilitar el manejo de esta enfermedad
en las consultas de otorrinolaringologia.

MATERIAL Y METODO

Se realizé una busqueda bibliogréfica de la
literatura existente sobre el sindrome de boca
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ardiente por dos revisores independientes en el
mes de junio de 2022. Estrategia de busqueda en
las bases de datos de Pubmed (https://pubmed.
ncbi.nlm.nih.gov/), Cochrane (https://www.
cochranelibrary.com/es/), Medline (https://medli-
neplus.gov/spanish/). Para obtener la maxima
sensibilidad en la busqueda se alternaron los
descriptores Burning mouth syndrome, glossalgia,
glossodynia, glossopyrosis y stomatodynia, con el
marcador boleano “OR’. Ecuacién de la busqueda:
"burning mouth syndrome"[MeSH Terms] OR
("burning"[All Fields] AND "mouth"[All Fields]
AND "syndrome"[All Fields]) OR "burning mouth
syndrome"[All Fields] OR ("glossalgia"[MeSH

Terms] OR "glossalgia"[All Fields]) OR
("glossalgia"[MeSH Terms] OR "glossalgia"[All
Fields] OR "glossodynia”[All Fields]) OR
("glossalgia"[MeSH Terms] OR "glossalgia"[All
Fields] OR "glossopyrosis"[All Fields]) OR
("stomatodynia"[Supplementary Concept] OR
"stomatodynia"[All Fields] OR "stomatodynia"[All
Fields]). Fecha de publicacién limitada del 1 de
junio de 2012 al 31 de mayo de 2022. Los idiomas
cribados fueron espafiol e inglés. Se seleccionaron
un total de 26 articulos. Los datos se extrajeron
del texto de los trabajos, de las tablas y de sus
figuras. El resumen de la estrategia de busqueda
se esquematiza en la Figura 1.

Descriptores (operador booleano "OR"):

Burning mouth syndrome

Blsgueda en Junio 2022

i ; : Glossalgia
por 2 revisores independientes

—e

Glossodynia
Glossopyrosis
Stomatodynia

Fecha de publicacion: 01 Junio 2012 a 31 Mayo 2022
Idiomas: Espafiol e Inglés
Tipo de articulo: Revisién y Revisidn Sistemnatica

—e

Pubmed: 181 articulos.

Medline: 15 articulos.
Cochrane Library: 4 articulos.

0 articulos identificados de
otras fuentes.

TOTAL: 200 articulos.

187 registros tras excluirse 13 articulos
duplicados.

!

131 registros seleccionados
utilizando titulo y resumen

45 articulos evaluados para la
elegibilidad

l

56 registros excluidos por:
- Idioma distinto al inglés o espariol (n=18)
- No relacionados con la salud (n=5)
- No ajustados al tema de estudio (n=30)
- No ser articulo cientifico (n=3)

—e

86 articulos excluidos por resultados:

- Estadisticamente no significativos (n=46)
- Pendientes de confirmacién (n=38)
- Incluidos en otras revisiones (n=2)

26 articulos incluidos en la sintesis
cualitativa y cuantitativa de la revisién
sistematica

Figura 1. Diagrama de flujo. Flujo de informacién de la revision sistematica.
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RESULTADOS

Como se muestra en el diagrama de flujo dela
Figura 1, con la metodologia descrita se obtuvieron,
tras excluir duplicados, 131 articulos, de los que
tras el cribado que se detalla, seleccionamos 26, que
comprenden 15 revisiones sistematicas, 1 metaa-
nalisis, 3 ensayos clinicos, 2 estudios de cohortes, 3
de casos y controles y 2 transversales. En la Tabla 1
(Anexo 1) se especifican los autores, pais y afio de
publicacion, tipo de estudio y los principales resul-
tados considerados. Se han encontrado articulos
procedentes de diversos paises del mundo, lo cual
indica que esta patologia tiene una distribucion
internacional. Aunque todos los trabajos aportan
sus detalles, se han escogido para la redaccion
los mas recientes. Las publicaciones de SBA han
crecido exponencialmente en los ultimos aflos, de
9 al afo en 2012 a 24 actualmente, lo que indica
el interés que genera esta patologia. Se empieza a
publicar sobre este problema en 1946 y a lo largo
de los anos ha ido cambiando la nomenclatura
del proceso.

DISCUSION

Discutimos por apartados cada uno de los
aspectos del proceso, expresando las diferentes
opiniones que creemos mas relevantes de la lite-
ratura actual.

EPIDEMIOLOGIA

El SBA es una entidad que predomina en
mujeres, siendo mas prevalente durante la peri-
menopausia y postmenopausia. Existe una clara
relacion con la edad avanzada en ambos sexos.
Raramente ocurre en ninos y en menores de 30
anos [3].

ETIOPATOGENIA

Tanto la etiologia como la patogenia de
esta enfermedad estan en continuo debate. La
mayoria de los estudios abogan por un caracter
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etiopatogénico multifactorial. Se han encontrado
tres principales hipotesis al respecto. La primera
de ellas propone que haya una implicacién de
las hormonas femeninas al ser mas frecuente en
mujeres durante la postmenopausia [4]. Por otra
parte, diversos estudios expresan un aumento de
la prevalencia de trastornos psiquiatricos o psico-
légicos en pacientes con SBA [5]. Rezazadeh et al.
(2021) en 38 pacientes, demostraron un aumento
de SBA en aquellos que padecian depresion, estrés
y alteraciones del suefio frente a los controles sanos
[6]. La tercera hipdtesis hace referencia a la relacion
encontrada con la atrofia nerviosa periférica en el
epitelio lingual, siendo esta la culpable de la disgeu-
sia que presentan. El SBA podria tratarse de una
neuropatia trigeminal ya que, en algunos pacientes,
se ha observado menor densidad de fibras pequenas
en la mucosa oral de algunos sujetos analizados
[1,5]. También pudiera haber una sensibilizacion
central, al igual que ocurre con otros sindromes
somaticos, ya que se ha observado en algunos
casos, una disminucidn en la funcidn del sistema
dopaminérgico de los ganglios basales [1,7].

CLiNICA

Dolor quemante, de intensidad variable, afec-
tando fundamentalmente a los 2/3 anteriores de
la lengua y al paladar. El inicio puede ser espon-
taneo (con aumento gradual de intensidad) o tras
un evento precipitante. Normalmente el dolor es
minimo por la mafana y se va incrementando a lo
largo del dia. En ocasiones se acompaia de xeros-
tomia, disestesias y disgeusia. Los sabores amargo y
metalico son las quejas mas frecuentes reportadas.
También se han descrito sensacion de aspereza y
mucosa seca, aunque presentan flujo salival normal
[1,8-10]. El cuadro se caracteriza por dolor urente
en lalengua o en la mucosa oral, sin signos clinicos
asociados y sin hallazgos de laboratorio relevantes,
con una duracién de al menos 4 a 6 meses, sin
una causa médica o dental que lo justifique [1].
Aunque no es frecuente que el dolor les despierte
por la noche, hay una disminucion de la calidad del
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suefio, que puede a su vez, aumentar el riesgo de
SBA [11]. Como en cualquier caso de dolor crénico,
es frecuente que presenten irritabilidad, depresion
y cambios de comportamiento relacionados con la
sociabilidad [12].

CLASIFICACION

Segun la frecuencia de los sintomas se puede
clasificar en 3 tipos (Figura 2). En el tipo [, se
incluye a aquellos pacientes que presentan sinto-
mas todos los dias, que no aparecen al levantarse,
pero que empeoran a lo largo del dia. En el tipo
I1, el més frecuente, las molestias son continuas y
si duran todo el dia. Por dltimo, el tipo III, en el
cual la clinica es intermitente, con dias sin sinto-
matologia y afectando a sitios de la cavidad oral
poco comunes. La importancia de esta clasificaciéon
radica en que quienes forman parte del tipo II,
son los pacientes mds refractarios a tratamiento
[1,13,14].

D1AGNOSTICO

Es importante diferenciar si es un SBA prima-
rio o secundario. El tratamiento de una posible
causa desencadenante, alivia o hace desaparecer
la sintomatologia. Se resumen los factores rela-
cionados con el SBA secundario en la Tabla 2
[2,7,9]. Entre los de origen sistémico, destacamos
en la Tabla 3, por su frecuencia y relevancia, los

10%

=TIPOI =TIPOIl =TIPOII

Figura 2. Frecuencia de los distintos tipos de SBA.
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Tabla 2. Causas locales y sistémicas de Sindrome de Boca
ardiente secundario.

Causas locales Causas sistémicas

Infecciones fingicas
Traumatismo mecanico
Dailo térmico

Daflo quimico

Xerostomia / hiposalivacion
Alergia de contacto

Déficit de hierro y folato

Déficit de vitaminas B1, B2, B6, B12
Sindrome de Sjogren

Alteraciones endocrinas (diabetes
mellitus, alteracion tiroidea)
Alteraciones inmunoldgicas

Reflujo gastroesofagico

Tabla 3. Medicamentos causantes de xerostomia e
hiposalivacion.

Medicamentos (ejemplos genéricos)

[161]

Antidepresivos triciclicos (amitriptilina, nortriptilina)
Antipsicéticos (clorpromazina)

Antihistaminicos (fenergan)

Anticolinérgicos y B2 agonistas (tiotropio, formoterol)
Relajantes musculares (tizanidina)

Antihipertensivos y diuréticos (lisinopril, verapamilo, furosemida)
Quimioterdpicos (ciclofosfamida)

Inhibidores de la proteasa (norvir, kaletra)

Opioides (oxicodona)

Benzodiacepinas (diazepam)

Triptanes (rizatriptan)

medicamentos que aumentan o inducen la sensa-
cién de quemazoén o que producen xerostomia
como efecto secundario [9]. Es clave realizar una
exhaustiva anamnesis que incluya: ubicacion del
dolor, inicio (espontaneo o provocado), intensidad,
variaciones a lo largo del dia, frecuencia, duracién
(sera cronico si supera los 3 meses de duracion),
factores agravantes, factores que alivian el dolor,
tratamiento médico actual e histérico. Realizar
examen de la cavidad oral. A nivel de laboratorio
se solicitaran las pruebas incluidas en la Tabla 4
[1,7,9,15]. Si a la sintomatologia se suman diseste-
sias o entumecimiento lingual, es conveniente reali-
zar resonancia magnética para descartar patologia
tumoral del sistema nervioso central, descrita en
algtin caso de SBA, que suele presentar alteraciones
de sensibilidad en la exploracion neuroldgica [7,15].
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Tabla 4. Pruebas de laboratorio ttiles para el diagndstico.

Pruebas de laboratorio

Hemograma

Glucosa basal en ayunas o Hemoglobina Glicosilada (si paciente
diagnosticado de Diabetes Mellitus)

Hierro y Ferritina

Vitamina B12 y Acido Félico

Niveles de estradiol (en mujeres)

Anticuerpos Antinucleares

Anticuerpos anti-Ro/SS-A (anti-Sjogren's syndrome related antigen A)
Anticuerpos anti-La/SS-B (anti-Sjogren's syndrome related antigen B)
Factor Reumatoide

Frotis (si sospecha de Candidiasis)

Test alérgicos cuténeos (si sospecha de alergia)

Estudio de reflujo gastroesofagico (si sospecha)

Tabla 5. Criterios diagndsticos segtin Scala.

Criterios
fundamentales

Sensacion de quemazon en la mucosa bucal
bilateral

Dolor urente de al menos 4-6 meses de duracién
Intensidad constante o creciente durante el dia
Los sintomas caracteristicos no empeoran y en
ocasiones mejoran con ingestion de alimentos

y liquidos

No interfiere con el suefio

Criterios
adicionales

Aparicion de otros sintomas orales (disgeusia,
xerostomia)

Cambios sensoriales / Alteraciones
quimiosensoriales

Alteraciones psicopatoldgicas o del estado
animico

En el afo 2003, Scala et al., propusieron los
criterios diagnésticos para el sindrome de boca
ardiente [13], recogidos y adaptados por Vivencio
et al. en 2022 (Tabla 5) [1].

TRATAMIENTO

Para llevar a cabo un correcto tratamiento, es
fundamental realizar un adecuado diagndstico.
Al tratarse de pacientes que estdn ansiosos, depri-
midos y frustrados por tratamientos recibidos
previamente sin éxito y por haber realizado visitas
a multiples especialistas, es conveniente que el

Ediciones Universidad de Salamanca / €283

[162]

otorrinolaring6logo tenga una informacién actua-
lizada, que permita obrar con la seguridad que da
este conocimiento [15]. Ante la ausencia de objeti-
vidad en la clinica, es frecuente pensar que el dolor
es de naturaleza psicogena o psicosomdtica. Es muy
importante la empatia y escucha activa por parte
del médico que atiende al paciente porque forma
parte de la terapia, a lo largo de la cual, haremos ver
al paciente que se trata de una patologia crénica,
que debe aprender a sobrellevar [16].

Se han utilizado diferentes medicamentos en
el manejo de este sindrome. Se describe a conti-
nuacion los de uso mas frecuente por su mayor
efectividad. El metaandlisis llevado a cabo por Cui
Y etal. concluy6 que el clonazepam era efectivo en
la remision sintomatica de los pacientes con SBA
[17]. Puede ser usado topicamente (manteniendo
el comprimido en la boca y colocandolo en la zona
de dolor sin llegar a tragarlo) y sistémico. Existe
un estudio piloto abierto que propone la aplicaciéon
topica de clonazepam mediante enjuagues bucales,
pero los resultados estan pendientes de confirma-
ci6én en un estudio controlado [18]. En un ensayo
clinico aleatorizado con 10 pacientes, se evalud
el clonazepam sistémico, en el que se redujo la
intensidad del dolor frente a placebo [19]. Tan et al.
(2022) defienden que el clonazepam, tanto topico
como via sistémica, muestra resultados favorables
en el alivio del dolor, ya que inhibe la transduccién
neuroldgica y la transmision de la sefal dolorosa.
Via sistémica presenta una rapida absorcién y un
90% de biodisponibilidad durante las 4 primeras
horas tras su administracién [20]. Se recomienda
usar el clonazepam a dosis de 0.5 mg al dia durante
9 semanas [1].

Se lograron ventajas similares con el uso de
gabapentina y pregabalina. La gabapentina 300 mg
al dfa, en un periodo de 8 semanas, ha mostrado
resultados beneficiosos [1,20].

Carcamo et al. (2017), encontraron resultados
satisfactorios con el uso de pramipexol (agonista
dopaminérgico) en dosis de 0,36 mg y 1,05 mg al
dia [10].
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En relacion con la capsaicina topica, ha demos-
trado ser un desensibilizante eficaz del dolor,
aunque no se ha probado la diferencia entre la efica-
cia de su uso topico o sistémico [20]. El farmaco
tépico induce la desensibilizacion de estimulos
térmicos, quimicos y mecdnicos, pero su efecto
es limitado a lo largo del tiempo. Se recomienda
usar capsaicina sistémica en capsulas al 0,25%
cada 8 horas durante 30 dias (no disponible en
Espafa) [1,14].

El 4cido alfa lipoico (ALA), es un antioxi-
dante y es el tratamiento sistémico con mayor
apoyo por parte de los ECA (ensayos controlados
aleatorizados) [21]. Se recomienda utilizar ALA
200 mg cada 8 horas durante 8 semanas [1]. El
ALA combinado con gabapentina (300 mg al dia),
resulta mas beneficioso que el uso individual de
cada uno [22].

Los antidepresivos triciclicos (como la amitrip-
tilina y la clomipramina) mejoran poco la sintoma-
tologia, dado que la sequedad de boca es uno de
sus principales efectos adversos [16,20,22].

El uso de trazodona no ha demostrado
reducir significativamente el dolor, ademas de
provocar mareos y somnolencia como efectos
secundarios [20].

Respecto al uso de inhibidores selectivos de la
recaptacion de la serotonina, se precisa un mayor
namero de ensayos clinicos con una metodologia
objetiva, que evite el riesgo de sesgos [20].

Dada la relacién entre xerostomia y SBA, Tan
etal. (2021) sugieren que la hipofuncién glandular
podria ser un factor contribuyente, por ello reco-
miendan el uso de urea y lisozima lactoperoxidasa
(Bioténe) que, si bien aumentan la humedad y
lubricacién de la cavidad oral, no han demostrado
ser eficaces frente al dolor [20,23].

La terapia cognitivo conductual es una inter-
venciéon comun en pacientes con dolor crénico
y su eficacia se relaciona con el nivel de empatia
recibido por el paciente. Las mujeres suelen
presentar mejores resultados que los hombres
[24]. Se aconseja realizar una derivacion a salud
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mental, como parte del abordaje multidiscipli-
nar [1].

La acupuntura también es descrita en la
literatura como eficaz en el SBA refractario. La
terapia suele comprender 20 sesiones durante 8
semanas [1].

A pesar de toda la terapéutica descrita, es
aconsejable iniciar medidas higiénico-dietéticas
generales que incluyan un aumento de la ingesta
hidrica y la eliminacién de irritantes de la mucosa
(enjuagues bucales con antisépticos, chicles, tabaco,
alcohol y 4cidos) [25,26]. En el afio 2018 Kim et al.
realizaron un algoritmo de tratamiento y manejo
del SBA y concluyeron que ninguna modalidad
se destacaba del resto, siendo tutil consultar con
otros especialistas como psiquiatras, odontélogos
y médicos especialistas en medicina familiar y
comunitaria [26]. En la Figura 3 se presenta una
propuesta de protocolo de manejo en las consul-
tas de otorrinolaringologia ante un paciente con
clinica SBA.

CONCLUSIONES

El SBA es un cuadro clinico difuso y confuso,
de etiopatogenia desconocida y multifactorial, que
ha dado lugar a una gran cantidad de informa-
cién cientifica, pretendiendo aportar evidencias
o mejoras, que han sido poco innovadoras en los
ultimos afnos. Pese a que es escasa su frecuen-
cia, cuando nos enfrentamos ante un paciente
con sospecha de SBA, debemos ser estrictos en
el protocolo diagndstico, realizando un estudio
completo y solicitando aquellas pruebas y evalua-
ciones que consideremos convenientes, en caso de
sospechar una causa desencadenante. Su posible
relacion con otros cuadros psicopatoldgicos y
la mejoria que experimenta el paciente con la
terapia conductivo-conductual, expresan un
fondo psicosomatico, para el que nuestra actitud
es fundamental. Por encima del rechazo légico
que nos produce esta enfermedad, ante la falta de
certidumbre diagnoéstica y terapéutica apropiada,
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PACIE !\|T E
CON CLINICA
DE SBA
NO SE
ENCUENTRAN
— HALLAZGOS:
SBA PRIMARIO
ANAMNESIS
EXPLORACION FiSICA —
PRUEBAS LABORATORIO
SE ENCUENTRAN
HALLAZGOS:
SBA
SECUNDARIO

Figura 3. Algoritmo manejo SBA basado en texto.

— Aumento ingesta hidrica

Medidas _|  Higiene oral: valorar
Generales derivacién a edontologia

Evitar tabaco, alcohol,
'— &cidos y otros irritantes

[ Informar sobre cronicidad

del SBA
—  Educacion
sanitaria =T Evaluar grado de dolor
| Valorar derivacién a
salud mental

Farmacos - ALA 200 mg ¢/Bh x 8 sem.
—— porordende —— -Cabapentina300mg x 8 sem.

evidencia - Clonazepam 0.5 mg x 9 sem.

Terapia cognitivo-conductual

Otras terapias

(SBA= sindrome de boca ardiente; ALA= cido alfa lipoide; sem. = semanas).

es fundamental mantener la empatia y paciencia
suficientes, que permitan conservar la confianza en
la terapia que se vaya instaurando, evitando, ante
la falta de resultados y la cronicidad del proceso,
la desesperacion. Haremos participe al paciente
de su recuperacion, informandole de que se trata
de una patologia benigna y crénica, ademas con la
ayuda de los companeros de salud mental podre-
mos completar esta orientacion. Creemos que es
importante estar bien informados para llevar a
cabo un tratamiento coherente y esperamos haber
sabido ofrecer al lector, de manera sencilla y util,
las mejores alternativas actuales en la intervencion
de este proceso.
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— si SBA Antidepresivos
refractario
Acupuntura
Tratar causa
especifica
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ANEXO 1
Tabla 1. Tabla de resultados por orden de aparicién en el articulo.
Autores Anoy Estudio Principales resultados
pais
Vivencio etal. [1] | 2022 RS EI SBA es un cuadro de etiopatogenia desconocida. Es més frecuente en mujeres de edad
Chile media. Es fundamental una completa anamnesis y examen fisico, asi como estudios de
laboratorio, para descartar causas secundarias que puedan explicarlo y tratarlas segiin
corresponda.
Feller et al. [2] 2017 RS La patogénesis del SBA es compleja e involucra factores psicogenos y vias de dolor
Sudéfrica centrales y periféricas desreguladas. Los factores genéticos que determinan la funcién de
las vias neurales del dolor pueden desempefar un papel importante en la susceptibilidad
individual.
Currie et al. [3] 2022 RS El SBA es una entidad poco frecuente en la edad infantil y en menores de 30 afios
Reino Unido
Ritchie et al. [4] 2018 RS El SBA tiene predileccion por las mujeres. La mucosa oral de estos pacientes tiene una
Estados apariencia normal, pero experimentan ardor oral que se localiza con mayor frecuencia
Unidos en los labios y la lengua. La etiopatogenia sigue sin comprenderse bien y, por lo tanto, el
manejo del paciente es un desafio para el profesional. Los enfoques de tratamiento actuales
consisten en medicamentos locales y sistémicos, como clonazepam, dcido alfa lipoico,
capsaicina, gabapentina y amitriptilina. Ademds, se aconseja el uso de terapia cognitiva
conductual
Kim etal. [5] 2020 Estudio La incidencia global de depresion y ansiedad fue mayor en pacientes con sindrome
Corea del Cohortes de boca ardiente (n=>586; 30,8 incidentes y 44,2 incidentes por 1000 afios-persona,
Sur respectivamente) que en individuos sin sindrome de boca ardiente (n=1172; 11,7
incidentes y 19,0 incidentes por 1000 afos-persona, respectivamente). Ajustando
factores sociodemogrificos (edad, lugar de residencia, nivel de ingresos del hogar y
comorbilidades), los cocientes de riesgos instantdneos ajustados para el desarrollo de
depresion y ansiedad entre los pacientes con sindrome de boca ardiente fueron 2,77 (IC del
95 %, 2,22-3,45) y 2,42. (IC 95%, 2,02-2,90), respectivamente.
Rezazadeh 2021 Estudio Existe correlacion significativa entre los grupos de pacientes con BMS y sin BMS con
etal. [6] Iran Transversal respecto al estrés, la depresion y el trastorno del suefio. La puntuacion media de ardor
fue de 8,31 entre todos los pacientes. Ademas, se observé una correlacion significativa
entre los trastornos mentales y el nivel educativo y el sexo, pero no se encontrd relacion
con la edad.
Tuetal. [7] 2019 RS El diagndstico y tratamiento del SBA es un desafio para el profesional. Se necesita realizar
Japon una evaluacion integral al paciente. Es fundamental apoyar empéticamente al enfermo y su
familia. El apoyo psicoldgico continuo y el uso cuidadoso de antidepresivos pueden ayudar
ala recuperacion de estos pacientes.
Russo et al. [8] 2022 RS Existe evidencia de que la aparicién de sintomas en el SBA se debe a la neuropatia sensorial
Italia de fibras pequerias. La prevalencia de SBA es mayor en mujeres posmenopausicas y, en

consecuencia, los desequilibrios hormonales y el envejecimiento podrian jugar un papel
en la creacion de condiciones ideales para el desarrollo de SBA. Se necesitan més estudios
para investigar la etiopatogenia multifactorial del SBA primario.
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Tabla 1. Tabla de resultados por orden de aparicién en el articulo. (continuacién)

Autores Aoy Estudio Principales resultados
pais
Nasri-Heir 2015 RS Se debe advertir a los pacientes que es posible que los sintomas no desaparezcan por
etal. [9] Estados completo, incluso después de un tratamiento a largo plazo. El apoyo, la atencién y la
Unidos preocupacion del profesional médico combinado con la educacion sanitaria al paciente,
son componentes fundamentales para un manejo exitoso. Quizas los sintomas no
desaparezcan por completo, pero la calidad de vida puede mejorar.
Carcamo Fonfria | 2017 EC Se instaurd pramipexol a dosis entre 0,36 mg y 1,05 mg al dia, con lo que se consiguid
etal. [10] Espaila mejorfa evidente en todos los casos, que persiste tras una media de 4 afios de seguimiento.
Adamoetal. [11] | 2018 Estudio Casos | La mala calidad del sueio estuvo presente en el 78,8% (160) de los pacientes con SBA.
Italia y Controles Un estado de dnimo deprimido y la ansiedad se correlacionaron positivamente con la
alteracion del suefio.
Existe relacion entre el ardor bucal, el suefio y el estado de animo.
de Souza et al. 2012 Estudio Casos | Los pacientes con SBA mostraron una mayor frecuencia de trastorno depresivo mayor,
[12] Brasil y Controles trastorno de ansiedad generalizada, hipocondria y cancerofobia (p<0,05). En los pacientes
con SBA, el trastorno de ansiedad generalizada se asoci significativamente con la
depresion mayor y la fobia social (p<0,05). Los pacientes con SBA tenian puntuaciones
mas altas en la Escala de Calificacion de Hamilton para la Depresion (HRSD), el Inventario
de Depresion de Beck (BDI), el Inventario de Ansiedad Estado-Rasgo (STAI) y la Escala
Holandesa de Fatiga (DUFS) (p<0,05).
Scala et al. [13] 2013 RS El primer paso en un diagnéstico inicial de SBA consiste en un analisis cuidadoso de
Italia los sintomas experimentados por cada paciente. Los principales criterios de inclusion
para SBA son: ardor oral bilateral diario (o sensacion similar al dolor) y dolor que: se
experimenta en lo profundo de la mucosa oral, es incesante durante al menos 4-6 meses,
es continua a lo largo de todo o casi todo el dia, rara vez interfiere con el suefio y nunca
empeora, pero puede aliviarse comiendo y bebiendo. Hay que diferenciar entre SBA
primario y SBA secundario. En base a esta clasificacion, una actitud de cuidado y apoyo,
una estratificacion correcta de los pacientes y un enfoque multidisciplinar apropiado son
necesarios para el manejo de estos pacientes.
Aggarwal et al. 2012 RS Se requiere investigacion innovadora e interdisciplinar para dilucidar y ampliar el
[14] India conocimiento de la etiologia y los factores patogénicos implicados en el SBA. El aspecto
positivo es que se puede ayudar a la mayoria de los pacientes y muchos logran una cura
completa de su condicion. La clave es el reconocimiento inicial de la enfermedad.
Coculescu et al. 2014 RS Se puede afirmar que en pacientes con SBA siempre es necesario un examen psiquitrico.
[15] Rumania Es frecuente que los pacientes presenten trastornos psiquiatricos como ansiedad,
depresion, sintomas obsesivos o psicosomaticos. En todos los casos, se necesita un enfoque
interdisciplinario moderno para resolver los dilemas diagnosticos del SBA.
Jadskeldinen y 2017 RS El SBA es una afeccion de dolor intraoral neuropatico crénico. El SBA primario es mas
Woda Finlandia frecuente en mujeres posmenopausicas, con una prevalencia en la poblacion general de
[16] alrededor del 1%. El tratamiento del SBA primario es dificil; existe mds evidencia de la
eficacia del clonazepam topico y sistémico.
Cuietal. [17] 2016 Metaanalisis El clonazepam puede reducir la sensacion de dolor oral en pacientes con SBA (DMP.
China Se demostré un efecto terapéutico positivo tanto para la aplicacion a corto plazo (<10

semanas) como a largo plazo (>10 semanas). Se confirmé que tanto la administracion
topica (p<0.05), como sistémica (p< 0,05) de clonazepam son efectivas.
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Autores Aoy Estudio Principales resultados
pais
de Castro et al. 2014 EC El enjuague bucal de clonazepam dio como resultado una mejora significativa en la
[18] Brasil sintomatologia del SBA, dado que las puntuaciones medias de la Escala Visual Analégica
de los participantes pasaron de 5,56 + 2,77 antes del tratamiento a 3,50 + 3,19 después (p=
0,002, prueba de Wilcoxon). Doce (66,7 %) informaron una mejoria de los sintomas, que
vari6 desde levemente beneficioso hasta una remision completa, mientras que los sintomas
de seis (33,3 %) participantes permanecieron sin cambios. No hubo informes de efectos
adversos durante el estudio. No pudimos encontrar correlaciones entre los resultados y
otras variables como la edad, el tiempo transcurrido desde el diagndstico y los sintomas
adicionales (xerostomia, hormigueo y disgeusia).
Heckmannetal. | 2012 EC Los pacientes tratados con clonazepam mejoraron significativamente en las calificaciones
[19] Alemania del dolor (p < 0,001). Estos cambios fueron menos pronunciados en el grupo de placebo
(p < 0,11). No se observaron cambios significativos en la escala de estado de dnimo (p =
0,56) ni en las puntuaciones de depresion (p = 0,56). La prueba de sabor y el flujo salival
aumentaron durante las sesiones, pero no fueron diferentes entre los grupos (P = 0,83 y P =
0,06, respectivamente).
Tan et al. [20] 2021 RS Se requieren mds estudios para evaluar los beneficios analgésicos del clonazepam y la
Reino Unido capsaicina topicos, medicinas alternativas con capacidad de prevencion neurodegenerativa
y apoyo psicologico en el tratamiento del sindrome de boca ardiente.
Camerlingo etal. | 2021 RS Algunos estudios muestran resultados positivos del uso de ALA para tratar el SBA, pero
[21] Arabia Saudi estos hallazgos necesitan mas mejoras y se requieren mds investigaciones.
Lopez-Jornet 2020 Estudio ALA combinado con gabapentina, resulta mas beneficioso que el uso individual de cada
etal. [22] Espana Transversal uno. Los pacientes con SBA mostraron cambios en biomarcadores asociados al estrés en la
saliva, los cuales estan relacionados con variables clinicas que incluyen sensacion de ardor
y ansiedad. Se encontraron correlaciones positivas entre el dolor, la calidad de vida oral y
las puntuaciones de ansiedad y los biomarcadores salivales.
Aitken-Saavedra | 2021 Estudio Casos | Las mujeres con SBA tienen una viscosidad salival mas baja y niveles més altos de cortisol
etal. [23] Brasil y controles salival que se asocian con una peor calidad de vida.
Lim et al. [24] 2018 RS La terapia cognitivo conductual (TCC) es eficaz en el tratamiento del SBA. Los médicos
Corea del tienen que tener en cuenta el aspecto afectivo de la empatia al tratar a pacientes con dolor
Sur crénico, ya que esto puede ser ttil para comprender la angustia emocional y las dificultades
sociales que acompanian al dolor crénico. Los resultados sugieren que la eficacia de la
TCC puede verse afectada por el nivel de empatia de los pacientes con dolor crénico. Los
hallazgos indican que las mujeres pueden formular una excelente alianza terapéutica lo que
puede conducir a un beneficio clinico mayor.
Vellappally 2016 RS Las terapias cognitivas y conductuales se pueden utilizar como medida complementaria.
[25] Arabia Saudi No existe un tinico tratamiento valido, se recomienda el uso de terapia combinada tanto
topica como sistémica.
Kim et al. [26] 2018 Estudio Cuarenta y siete pacientes fueron incluidos en el estudio, con 21 (45%) manejados usando
Estados Cohortes el algoritmo y 26 (55%) manejados sin ¢l. La edad media global fue de 60,4 + 16,5 aflos y
Unidos la mayoria de los pacientes (39, 83%) eran mujeres. Las cohortes no mostraron diferencias

estadisticas en edad, sexo, tiempo de seguimiento general, disgeusia, lengua geografica o
trastorno psiquidtrico. Ninguna modalidad de tratamiento se destaca del resto, siendo util
consultar con otros especialistas como psiquiatras, odontélogos y médicos especialistas en
medicina familiar y comunitaria para el manejo del SBA

(RS= Revision Sistematica; SBA= sindrome de boca ardiente; EC= ensayo clinico; ALA= 4cido alfa lipoide)
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