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RESUMEN

Introduccion. Los quistes ductales subgldticos adquiridos (QDSA)
son una causa rara de obstruccion de la via aérea, sin consenso en
la literatura en cuanto al tratamiento mds eficaz. Presentamos nuestra
experiencia en el tratamiento de los QDSA.

Material y métodos. Estudio retrospectivo de los pacientes trata-
dos en nuestro centro por QDSA en los tltimos 5 afios. Se recogieron
los antecedentes de intubacidn, la clinica presentada, el tratamiento
realizado, la evolucién postquirtirgica, el seguimiento en consulta y los
controles endoscdpicos.

Resultados. Se identificaron 4 pacientes, con unas medianas de
edad y peso de 6,5 meses (6-8) y 5,9 kg (3,6-7), respectivamente. Todos
presentaron antecedentes de intubacion por intervenciones quirdrgicas,
siendo prematuros 2 de ellos. La mediana entre la dltima intubacion
y el diagnéstico fue de 119,5 dfas (71-171). La clinica consistié en
estridor bifdsico con mejorfa postural presentando una ocupacion de
la luz traqueal de mds del 50% en la endoscopia diagndstica. Se rea-
1iz6 escision endoscopica (EE) al diagndstico en 3 de los pacientes y
como técnica de rescate en el cuarto por recidiva tras tratamiento con
drenaje y dilatacién con balén. La mediana de tiempo de intubacién
postquirdrgico fue de 13,5 horas (0-48) y la estancia hospitalaria de 7
dias (6-9). Tras un seguimiento mediano de 17,5 meses (6-42) no se ha
presentado ninguna recidiva.

Conclusién. Los QDSA son una causa poco frecuente de estridor
post-extubacién. La EE permite un tratamiento eficaz con baja tasa de
recidiva.

PALABRAS CLAVE: Quistes ductales; Quistes subgléticos; Tratamiento;
Escisién endoscopica.

EFFICACY OF ENDOSCOPIC REMOVAL IN THE TREATMENT OF
SUBGLOTTIC DUCTAL CYSTS

ABSTRACT
Introduction. Subglottic cyst is a rare cause of airway obstruc-
tion, and there is a lack of evidence about the best treatment in
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the literature. This report describes our experience with endoscopic
removal.

Materials and methods. A retrospective study of all patients un-
dergoing endoscopic removal of subglottic cyst at our healthcare facility
between 2014 and 2019 was performed. Clinic and demographic data
regarding gestational age, intubation, comorbidities, surgical procedures,
first symptoms, endoscopic findings, treatment, and follow-up were
collected.

Results. Four patients were identified. Two out of four (50%) were
preterm, and all patients were intubated during their neonatal period.
Median age and weight at diagnosis were 6.5 months (6-8) and 5.9 kg
(3.6-7). Median time between last intubation and diagnosis was 119.5
days (71-171). Biphasic stridor and progressive respiratory distress were
the most common clinical symptoms. Airway obstruction of at least 50%
was found during upper airway endoscopy in all patients. Endoscopic
removal was performed as a first-line treatment in 3 patients, and as a
second-line treatment in 1 patient. Median intubation time after treatment
and hospital stay were 13.5 hours (0-48) and 7 days (6-9). All four pa-
tients are free of disease, with a median follow-up of 17.5 months (6-42).

Conclusion. Subglottic cyst is a rare cause of post-extubation stri-
dor. Endoscopic removal seems to be a feasible and effective treatment
with a low recurrence rate.

Key WoRrbps: Subglottic cysts; Treatment; Endoscopic removal; Chil-
dren.

INTRODUCCION

Los quistes ductales subgldticos adquiridos (QDSA) son
una entidad poco frecuente resultado de una lesién de la muco-
sa laringea secundaria a intubacién endotraqueal. Se presentan
cldsicamente meses después de la extubacién como un estridor
intermitente que varfa con la postura y que puede llegar a
causar una obstruccién completa de la via aérea.

Desde la primera descripcion en 1968 por Wigger y
Tang®, se han publicado series de casos con muestras cada
vez mayores®® implicando un mayor reconocimiento de esta
patologia o un aumento real de su incidencia, debido al mayor
nimero de prematuros con necesidad de ventilacién mecénica
en las Unidades de Cuidados Intensivos Neonatales en los
tltimos afos.
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Aunque el tratamiento de los QDSA es quirtrgico, existen
en la literatura diversas técnicas descritas (puncidn, dilata-
cién con baldn, tratamiento con laser CO,, desbridamiento,
escision)® sin consenso sobre cudl es la mas eficaz. Por ello,
queremos describir nuestra experiencia con la escision en-
doscdpica.

MATERIAL Y METODOS

Realizamos un andlisis retrospectivo de los casos de
QDSA tratados en nuestro centro durante los tltimos 5 afios
(2014-2019). Analizamos la historia clinica de cada paciente
recogiendo las caracteristicas demograficas, gestacionales y
neonatales, comorbilidades, intervenciones quirtrgicas, ante-
cedentes de intubacidn, clinica al diagndstico, modalidad de
tratamiento, evolucién postquirdrgica, seguimiento en consulta
y controles endoscdpicos.

La escision endoscopica se realiza bajo anestesia general
con vision directa mediante dptica rigida de 0°. Tras la ins-
tilacién de lidocaina 2% atomizada en laringe, se explora la
via aérea en ventilacién espontdnea para evaluar el grado de
obstruccién (Fig. 1). Una vez localizado el origen del quiste
se profundiza al paciente y se asiste la ventilacion mediante
Jjet transtraqueal o tubo endotraqueal fino. Se realiza la es-
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Figura 1. Quistes ductales subgldticos
antes del tratamiento. A) Quistes bi-
laterales posteriores en paciente 1. B)
Quiste ductal anterolateral izquierdo en
paciente 3.

Figura 2. Quistes ductales subgldticos.
A) Escision endoscépica mediante mi-
crotijera son soporte jet en paciente 1.
B) Resultado postquirtirgico inmediato
en paciente 1.

cisién y destechamiento del quiste empleando instrumental
de microcirugia laringea (Fig. 2). Si es necesario, se realiza
hemostasia con lentinas impregnadas en adrenalina.

RESULTADOS

Se recogieron 4 pacientes durante el periodo de estudio
con las caracteristicas que se detallan en la Tabla I.

Unicamente uno de los pacientes fue mujer y el 50% pre-
sentaban antecedentes de prematuridad. La mediana de edad
y peso al diagndstico fue de 6,5 meses (6-8) y 5,9 kg (3,6-7),
respectivamente.

Todos los pacientes presentaron al menos un episodio de
intubacién cuyo motivo fue la realizacién de una intervencion
quirdrgica en todos los casos. La mediana de tiempo entre la
tltima intubacién y el diagndstico fue de 119,5 dias (71-171),
siendo la clinica inicial similar en todos los pacientes con
estridor bifésico y dificultad respiratoria progresiva.

La fibroscopia fue diagndstica permitiendo ademds estimar
el grado de obstruccion de la via aérea. E1 50% de los quistes
fueron izquierdos y el otro 50% bilaterales posteriores. No se
encontr6 en ninguno de los pacientes hallazgos compatibles
con estenosis subgldtica concomitante. Los datos endosc6pi-
cos y postoperatorios se detallan en la Tabla II.
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Tablal.  Caracteristicas demogrificas y clinicas de los pacientes.
Edad Edad al Peso al Intubaciones Dias desde la iiltima Motivo de iiltima
Paciente gestacional Sexo diagnéstico diagndstico previas intubacion intubacion
1 32 semanas M 6 meses 6,3 kg 2 171 Cirugia
2 39 semanas \% 6 meses 5.5kg 4 139 Cirugia
3 30 semanas \% 7 meses 3,6 kg 1 71 Cirugia
4 38 semanas \% 8 meses 7kg 1 100 Cirugia
TablaII.  Hallazgos endoscépicos, tratamiento, evolucion y seguimiento.
Paciente Obstruccion Localizacion Tratamiento Intubacion Ingreso Recidiva Seguimiento
1 > 50% Posterior bilateral Escision 0 horas 7 dias No 6 meses
2 50% Posterior bilateral Dilatacion 48 horas 6 dias St 1 mes
Escision 3 horas 6 dias No 5 meses
3 > 75% Anterolateral izquierdo Escision 24 horas 9 dias No 36 meses
4 50% Posterior izquierdo Escision 24 horas 7 dias No 42 meses

En el 75% de los pacientes se realiz6 una escision endos-
cdpica como tratamiento inicial logrando una desobstruccion
inmediata de la via aérea y permitiendo una extubacion tem-
prana. En el caso 2 se realizd inicialmente drenaje y dilatacion
con bal6n por parte de otro servicio, detectdndose recidiva
del quiste al mes del procedimiento. Se optd por la escision
endoscépica como tratamiento de rescate con buen resultado y
extubacion temprana. No hubo recidivas en el resto de los pa-
cientes durante la mediana de 17,5 meses seguimiento (6-42).

DISCUSION

En este estudio, recogemos durante un periodo de 5 afios
una serie de 4 pacientes con QDSA tratados mediante escision
endoscdpica. Los pacientes presentaron caracteristicas simila-
res al resto de series publicadas®® en cuanto a los anteceden-
tes de prematuridad, intubacién y el tiempo hasta el desarrollo
de los sintomas. La escision endoscdpica fue segura, eficaz
y mostrd una baja tasa de recidiva durante el seguimiento.

Aunque es poco lo que se conoce sobre la fisiopatologia de
los QDSA, parecen tener una etiologia similar a la estenosis
subglética®?. El dafio producido en la mucosa laringea por la
intubacidn y la fibrosis subepitelial posterior impide la correc-
ta evacuacion de las gldndulas de la submucosa ocasionando
una dilatacién de los conductos ductales y la formacién de
los quistes. Este mecanismo fisiopatoldgico explicaria el de-
calaje caracterfstico entre el episodio de intubacién y el inicio
de los sintomas. La localizacién de estas lesiones concuerda
con su origen iatrogénico, dado que tienen lugar en la region
subgldtica (zona mds estrecha de la via aérea pediétrica) con
mayor preferencia por el lado izquierdo (la intubacién tiene
lugar desde el lado derecho).
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El retraso diagndstico se debe al mecanismo fisiopatoldgi-
co, el larvado curso clinico y la sintomatologfa compatible con
otros cuadros como bronquiolitis que tienen lugar de forma
tipica en la misma franja de edad. El tiempo desde el episodio
de intubacidn hasta el diagndstico en nuestra serie fue de me-
diana de 119,5 dias concordante con la de otras series como
la de Lim y cols.® (mediana de 210 dfas), Agada y cols.®
(mediana de 120 dias), Watson y cols.® (mediana de 127,5
dias) o Halimi y cols.© (media de 246 dias).

Lim y cols.®, en 2003, publicaron un estudio retrospectivo
con 55 casos de QDSA siendo la mayor serie publicada hasta
la fecha. En su serie describieron una recidiva del 43% a lo
largo de 6 meses de mediana de seguimiento, tras tratamien-
to con ldser CO, o microcirugia. Sin embargo, los datos no
se estratificaron segtin la modalidad de tratamiento. Watson
y cols.® describieron una recidiva del 50% tras tratamiento
mediante marsupializacién con un seguimiento de 4 meses,
Agada y cols.® una recidiva del 29% tras la marsupializacion
de los quistes y Halimi y cols.© una recidiva del 65% tras tra-
tamiento con ldser CO, con un seguimiento medio de 3 afios.

En nuestro estudio, que presenta un seguimiento similar
a los ya citados, ninglin paciente presentd recidiva de los
QDSA cuando la técnica empleada fue la escision endoscé-
pica. Este tratamiento permite liberar el contenido del quiste,
solucionando la obstruccién de la via aérea y del conducto
glandular, sin ocasionar dafio a la mucosa subyacente. Esto
podria explicar la baja tasa de recidiva que hemos observado
con respecto a otras modalidades establecidas como el ldser
CO,2% y nos ha permitido progresivamente tender a una ex-
tubacidon mds precoz al disminuir el edema de la via aérea
asociado al procedimiento.

Nuestro estudio presenta como limitaciones su cardcter
retrospectivo, el escaso niimero de pacientes dada la natura-
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leza de esta patologia y la falta de informacién en cuanto a
los episodios previos de intubacién dado que los 4 pacientes
fueron intubados en otros centros.

Aunque la escisién endoscdpica parece un tratamiento efi-
caz, la comparacién con otros trabajos similares en la literatura
resulta dificil por la baja incidencia, la variabilidad de técnicas
y la falta de estratificacion segtin la modalidad de tratamiento.
Para poder responder esta cuestion, serfa necesario realizar un
ensayo clinico aleatorizado que dada la baja frecuencia de esta
patologia requeriria un disefio multicéntrico. No obstante, los
resultados que hemos obtenido son prometedores.

La tomografia de coherencia Gptica estd permitiendo cono-
cer mejor la evolucidn del dafio por intubacién en la mucosa
laringea y traqueal de forma no invasiva®!9, abriendo nuevas
posibilidades en la investigacion y el tratamiento de ésta y
otras patologias de la via aérea. Probablemente en un futuro
cercano podamos ser capaces de predecir qué pacientes pue-
den desarrollar QDSA, recidivas de los mismos o estudiar en
un modelo experimental el tratamiento mds eficaz.

CONCLUSION

Los QDSA son una causa poco frecuente de obstruccion
de la via aérea que se debe incluir en el diagndstico diferencial
de aquellos pacientes con estridor y antecedente de intubacion
junto con la estenosis subgldtica. La escision endoscdpica
parece ser un tratamiento eficaz con un bajo indice de recidiva
y complicaciones asociadas.
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