DOI: http://dx.doi.org/10.22516/25007440.259

Reporte de caso

Manejo endoscopico de quiste de duplicacion
esofagico: descripcion de un caso

A case of endoscopic management of an esophageal duplication cyst
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Resumen

Los quistes de duplicacidn esofagica son una anomalia congénita poco frecuente. La mayoria de los casos
son asintomaticos y su diagnostico frecuentemente es un hallazgo incidental. La posibilidad de que se desa-
rrollen complicaciones (hemorragia, infeccion, entre otras) y el temor a la posibilidad de transformacién malig-
na hacen que el tratamiento de estas lesiones haya sido considerado quirdrgico en el pasado. Sin embargo,
la extremadamente baja taza de malignizacién y la posibilidad de un desenlace inadecuado asociado con la
cirugia hacen considerar otras alternativas, teniendo en cuenta la relacion riesgo-beneficio del procedimiento
quirurgico. Se reporta el caso de una paciente de 56 afios con diagnéstico endosonogréafico de quiste de du-
plicacion esofagica, que fue sometida a marsupializacion endoscopica del quiste con una resolucién completa
de sus sintomas, sin complicaciones y con una reintegracion inmediata a la vida diaria.

La endosonografia (EUS) ha sido ampliamente utilizada como una herramienta para la evaluacion y el diag-
nostico de los quistes de duplicacion. Es el método diagnéstico de eleccidn para investigar esta patologia ya
que puede distinguir entre lesiones solidas y quisticas. La cuestion de si se debe realizar o no la aspiracion
con aspiracion con aguja fina guiada por EUS (FNA) en una lesion sospechosa, en el caso de un quiste de
duplicacion, es controvertida ya que estas lesiones pueden infectarse con consecuencias significativas, aunque
frecuentemente se requiere que la puncion obtenga un diagnéstico definitivo que descarte lesiones ominosas.
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Abstract
Esophageal duplication cysts are rare congenital anomalies. Most cases are asymptomatic and their diag-
noses are often incidental findings. In the past, surgery was considered to be the treatment for these lesions
because of the possibility of complications such as hemorrhaging and infections as well as the fear of ma-
lignant transformation. However, the extremely low rate of malignancy and the possibility of an inadequate
outcomes of surgery have made it necessary to consider other alternatives that taking both risks and benefits
of the surgical procedure into account. We report the case of a 56-year-old patient with an endosonographic
diagnosis of an esophageal duplication cyst who underwent endoscopic marsupialization of the cyst followed
by complete resolution of symptoms, without complications, and with immediate reintegration into daily life.
Endosonography (EUS) has been widely used as a tool for evaluation and diagnosis of duplication cysts. It is
the diagnostic method of choice for investigating this pathology since it can distinguish between solid and cystic
lesions. The question of whether or not to perform EUS guided fine needle aspiration (FNA) of a lesion suspected
of being a duplication cyst is controversial since these lesions can be infected with significant consequences.
Nevertheless, EUS-FNA is often required to make a definitive diagnosis that rules out ominous lesions.
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INTRODUCCION

Los quistes de duplicacion esofdgica son alteraciones benig-
nas del desarrollo embrionario temprano hacia la tercera o
cuarta semanas de la gestacion. Son relativamente infre-
cuentes con una incidencia estimada es de 1 por cada 8000
nacidos vivos y se han descrito 2 tipos: adyacentes al lumen
(sin comunicacién con la luz esofégica) y tubulares (que se
comunican directamente al lumen). Frecuentemente, estos 2
tipos de duplicacion se reportan como entidades diferentes.

Presentan 3 caracteristicas distintivas: se encuentran
contenidos en la pared esofdgica, estin cubiertos por las
2 capas musculares y se encuentran revestidos por epite-
lio escamoso o un revestimiento compatible con el que se
encuentra en el eséfago embrionario (1).

Hasta un tercio de estos quistes contienen mucosa géstrica,
pancredtica 0 mucosa que contiene placas de Peyer en forma
heterotdpica. Aproximadamente, el 80% no se comunica con
la luz del esofago y se produce con mayor frecuencia en la
cara lateral derecha del eséfago debido a la dextrorrotacién
del estémago durante la embriogénesis (2). Estas lesiones
pueden causar sintomas que se observan mds frecuente-
mente en la infancia (80% de los casos), generados por la
compresion de las estructuras adyacentes que mds comun-
mente causan disfagia (70%), dolor epigastrico (20%), dolor
retroesternal (10%) (2) y sintomas respiratorios como tos,
estridor y sibilancias. La hematemesis es mds rara y se pre-
senta en pacientes con comunicacién tubular.

En los pacientes mayores, suelen diagnosticarse en forma
incidental durante la endoscopia superior o en imagenes
radioldgicas, y la aparicion de sintomas es infrecuente
luego de los 2 afios de edad (3).

Se han descrito casos de transformacién maligna; sin
embargo, su prevalencia real es desconocida y solo se
encuentran 2 casos publicados: el reporte de McGregor
en 1976, que corresponde a un diagndstico post mortem
por causas infecciosas; y el reporte de Sigh del 2001, que
corresponde a un paciente de 18 afos con adecuada res-
puesta a la terapia con quimiorradiacién (4, 5).

La apariencia endoscépica de los quistes de duplicacién
puede corresponder con la apariencia descrita en otras
lesiones subepiteliales del eséfago, con una protuberancia
luminal asociada con una mucosa normal suprayacente
sin irregularidades; y en caso de duplicaciones tubulares,
puede verse como un diverticulo de tamano variable.

Los hallazgos endosonogréficos corresponden con lesiones
homogéneas anecoicas con mdrgenes regulares derivados de
la submucosa (tercera capa). Su pared puede estar constituida
de 3 a § capasy hay algunos casos en los que la imagen es més
hipo que anecoica debido ala presencia de material ecogénico,
que consiste en capas de detritos o de mucina.

El diagndstico se basa en las caracteristicas endoscopi-
cas y endosonogréficas; y en los casos en los que persiste
la duda asociada con la presencia de imdgenes de conte-
nido hipoecoico en el quiste, la aspiraciéon con puncién
con aguja fina guiada por EUS (FNA) se ha utilizado para
esclarecer el diagndstico y descartar malignidad; pero en
lesiones que son claramente anecoicas, esta practica no se
recomienda por el riesgo presuntivo de infeccién (6, 7).
El manejo de quistes asintomadticos puede ser expectante,
aunque el potencial de complicaciones, incluida la trans-
formacién maligna, ha hecho que algunos autores reco-
mienden la reseccién quirtrgica. Sin embargo, no existen
estudios prospectivos que evalten la historia natural de los
quistes de duplicacién, por lo que las recomendaciones a
este respecto carecen de fuerza estadistica.

Para los casos sintomaticos se han descrito tanto el manejo
quirurgico como el endoscépico. Se describié por primera
vez en un reporte de caso de Willy colaboradores de 2005, en
el que se present6 el caso de un paciente de 25 anos a quien
sele realiz6 una fenestracion exitosa sobre el quiste para crear
una comunicacién con la luz esofigica (8). Igualmente, se
describié la reseccién completa de la pared luminal del quiste
en una paciente de 75 anos sintomatica, a quien se le realiz6
la reseccion con asa de polipectomia debido a la caracteris-
tica pseudopediculada de la lesién (9).

En la EUS, los quistes de duplicacion esofégica aparecen
frecuentemente como una masa hipoecoica homogénea
periesofdgica, como ya se menciond. Sin embargo, cuando
hay dudas acerca de la malignidad, una herramienta es la
FNA en el diagnéstico de quistes de duplicacion esofdgica
y quistes de duplicacién en general, aunque es controver-
tida. Mientras que la puncidn-aspiracién con aguja fina
(PAAF) puede mostrar células escamosas u otros conte-
nidos de quistes compatibles con un quiste de duplicacién
que puede ayudar en el diagndstico, el riesgo de infectar el
quiste es una preocupacién importante, con algunos estu-
dios que han mostrado una tasa de infeccién tan alta como
del 14%. La EUS-FNA se debe realizar si hay una preocupa-
cién por una lesion mas grave o si la naturaleza de la lesién
estd en duda.

CASO CLINICO

Se presenta el caso clinico de una paciente de 56 afios sin
antecedentes médicos de importancia, quien desarroll6
disfagia para solidos de 2 meses de evolucion, con pérdida
de 4 kg de peso durante ese lapso, por lo que se indic6 una
endoscopia digestiva superior. Se encontr6 una lesién de
30 mm hacia el tercio inferior del es6fago en la pared ante-
rior derecha, de apariencia subepitelial, cubierta por una
mucosa sin alteraciones (Figura 1).
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Figura 1. Vision endoscopica de la lesion subepitelial esofdgica.

Ante el hallazgo, se decidi6 realizar la EUS radial eso-
fagica en la que se encontr6 una lesién dependiente de la
tercera capa esofdgica, pero de caracteristicas hipoecoicas
mds que anecoicas, por lo que se realiz6 una EUS-FNA
con estudio citolégico rdpido. Se encontré abundante
material mucoso que evidencié la presencia de células
epiteliales y contenido de mucina, sin evidencia de cambios
citopatolégicos malignos (Figura 2).

Ante los hallazgos que apoyaron el diagnéstico de quiste
de duplicacién sin malignizacion, se procedi a realizar una

marsupializaciéon del quiste bajo anestesia general en una
seccion de la pared luminal del mismo con electrobisturi
de punta endoscépico. Se realizé un corte de 20 mm sobre
el cénit de la lesién luminal con diseccién por pasos hasta
la submucosa; se logré el completo drenaje de lalesiony su
inspeccién endoscopica completa, y se encontrd una cavi-
dad ciega, recubierta por un epitelio palido, sin caracteristi-
cas de malignidad (Figura 3).

La paciente evolucioné satisfactoriamente con dolor
retroesternal como el tnico sintoma posterior al procedi-

Figura 2. Endosonografia radial. Se observa una lesién subepitelial de la tercera capa esofégica, hipoecoica.
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Figura 4. Control al cuarto dia. A. Vision endoscépica que muestra el orificio externo a la luz del eséfago. B. EUS. Aorta a las 11 del visor y el quiste
ya reducido posdrenaje.

miento, que cedié con los analgésicos comunes en las pri-
meras 24 horas. Se inici6 una prueba de tolerancia oral en
ese momento, sin presentar disfagia residual.

El control endosonogréfico se llevo a cabo hacia el cuarto
dia posterior al procedimiento y se encontré un colapso
completo de la lesién (Figura 4 A), asociado con una
comunicacion total con la luz esofdgica en ausencia de resi-
duos alimentarios (Figura 4 B).

Debido a su excelente evolucion y a no presentar sinto-
mas residuales, la paciente fue dada de alta con protector de
mucosa (sucralfato), pero sin requerimiento de analgésico
en casa. Se realiz6 seguimiento telefénico alos 10 dias en el
que se evalud la tolerancia a la via oral y la paciente mani-
festé que habian desaparecido por completo los sintomas
de disfagia que la llevaron a consultar en un principio.

DISCUSION

Los quistes de duplicacion esofdgica son lesiones poco fre-
cuentes asociadas con el desarrollo embrionario del intestino
anterior. Su baja frecuencia hace que la historia natural de
estas lesiones sea desconocida, aunque la busqueda sistema-
tica de complicaciones que impliquen su reseccién quirtr-
gica obligada como la presencia de malignidad no arrojan
resultados que permitan un grado fuerte de recomendacién
de este tratamiento. Sin embargo, las complicaciones asocia-
das con la cirugia abierta o minimamente invasiva pueden
ser extrapoladas; de este modo se sabe que existe un riesgo
entre el 15% y 37,5% de complicaciones, principalmente de
tipo respiratorio, asociadas con la cirugia torcica; y en el
caso de abordaje abdominal superior, el riesgo fluctda entre
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16% y 17% (10), lo que resulta altamente mérbido frente al
manejo de una enfermedad benigna.

Igualmente, el desarrollo de técnicas endoscépicas
carece de estudios de gran diseno metodoldgico, pero la
menor invasividad y ausencia de alteracion de la fisiologia
respiratoria los hace un método altamente atractivo para el
manejo de los quistes de duplicacion. La técnica de elec-
cion para el manejo endoscopico de los quistes de dupli-
cacién esofdgica aun se encuentra en desarrollo y solo 2
reportes de caso han descrito resultados (8, 9). En el caso
reportado por Will y colaboradores en 2005, se utiliz6
una técnica similar a la empleada en nuestro caso, pero la
escasa amplitud de la ventana inicial (10 mm) obligé a una
ampliacion de la misma a las 6 semanas por recurrencia de
los sintomas, por lo que manufacturar una ventana amplia
se muestra indispensable para la marsupializacién completa
del quiste. En nuestro estudio se usé una amplitud interme-
dia determinada por el didmetro de la lesién y una técnica
por pasos para maximizar la seguridad del procedimiento.

Una vez establecido el diagnostico de quiste de duplica-
cion, el tratamiento puede variar dependiendo de la presen-
cia de los sintomas. En los pacientes sintométicos, la resec-
cién quirtrgica es frecuentemente la opcion para el alivio de
los sintomas. En pacientes asintomaticos, la reseccion quirur-
gica es controvertida: mientras que algunos autores defien-
den la reseccion debido a la posible degeneracion maligna
del quiste de duplicacidn, otros han apoyado la observacion.

Puesto que ha habido informes de casos de quistes de
duplicacién estables en la vigilancia de EUS, este puede
ser un método adecuado de seguimiento ambulatorio; y
la reseccién quirturgica se puede considerar si el paciente
desarrolla sintomas. En cualquier caso, el manejo quirur-
gico frente al no quirurgico de los quistes de duplicacién
asintomadticos probablemente siga siendo polémico hasta
que se entienda mds sobre el curso del tiempo y los factores
de riesgo asociados con su degeneracién maligna.

Hasta la fecha, no existen otros reportes que permitan
obtener conclusiones extrapolables con respecto al manejo
de los quistes de duplicacion esofdgica. Nuestro reporte de
caso pretende plantear la seguridad y eficacia de los méto-
dos endoscopicos en el tratamiento de estas lesiones y ser-
vir como base de futuros estudios que permitan dar luces
respecto a esta patologia infrecuente.
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