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Introduccion

Los quistes subgléticos fueron descritos por
primera vez por Wigger y Tang el afio 1968,
siendo presentados como una causa rara de
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Resumen

Los quistes subgldticos adquiridos son una causa rara de estridor en la infancia, cuyo
reporte ha ido en aumento en las ultimas décadas. Su aparicién se relaciona con la
prematurez y la intubacién en el periodo neonatal. Histolégicamente, se observa una
obstruccién de las glandulas mucosas de la subglotis debido una metaplasia escamosa
del epitelio respiratorio. Esta es una condicién que usualmente requiere de un alto indi-
ce de sospecha para llegar al diagndstico, ya que pueden confundirse con otras patolo-
gias como laringitis aguda (croup), laringomalacia o asma. La nasofibroscopia permite
sospechar su presencia, pero el gold standard diagndstico lo constituye la laringo-tra-
queo-broncoscopia directa en pabellén. Existen diversas técnicas para su manejo, sien-
do las mas frecuentemente utilizadas la marsupializaciéon con instrumental frio y ldser.
La recurrencia es frecuente, por lo que algunos autores han utilizado mitomicina C y la
terapia antirreflujo para intentar disminuirla. Sin embargo, hasta la fecha falta evidencia
de calidad que permita llegar a un consenso respecto al manejo ideal de esta patologia.
En este trabajo, presentamos tres casos clinico de pacientes con antecedentes de prema-
turez que fueron diagnosticados con quistes subgléticos adquiridos y manejados en un
hospital pediatrico de alta complejidad.
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Abstract

Acquired subglottic cysts are an infrequent cause of stridor in infants, which has been in-
creasingly reported in the last decades. Its appearance is related to prematurity and intuba-
tion in the neonatal period. Histologically, findings are characterized by an obstruction of
the mucosal glands, due to squamous metaplasia of the respiratory epithelium. This con-
dition usually requires a high index of suspicion to be diagnosed, as it can be misdiagnosed
as croup, laryngomalacia or asthma. Flexible nasendoscopy allows an initial exploration of
the larynx, but direct laryngo-tracheo-bronchoscopy in the operating room is the diagnostic
gold standard. There are several techniques for its management, but the most frequently
used are cold-steel marsupialization and laser. Recurrence is common, and some authors
have used mitomycin C and antireflux therapy to try to decrease it. However, up to date,
there is a lack of high-quality evidence, regarding the ideal management of this pathology,
which prevents reaching a consensus. In this article, we present three clinical cases of pre-
mature patients who were diagnosed with subglottic cysts, treated in a tertiary pediatric
hospital.

Keywords: Acquired subglottic cysts, prematurity, intubation.

estridor neonatal. Se clasifican en quistes con-
génitos y adquiridos, aunque existen dificul-
tades importantes para diferenciarlos debido
a caracteristicas clinicas similares entre ambos
grupos de pacientes®. Los principales factores
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de riesgo para su aparicién son la prematurez
y la intubacién en el periodo neonatal. Se es-
tima una incidencia de 1,82 por cada 100.000
recién nacidos vivos para el caso de los quistes
congénitos, sin existir informacién confiable
respecto a los quistes adquiridos’, aunque
se considera que estos tltimos son los mds
frecuentes.

En las ultimas décadas, la significativa
mejoria en la sobrevida de recién nacidos
prematuros ha llevado a un aumento en el
reporte de casos, especialmente en aquellos
pacientes que han requerido intubacién oro-
traqueal con estadia en unidades de cuidados
intensivos®. Sin embargo, este aumento no
se ha correlacionado necesariamente con
la aparicion de evidencia de mayor calidad,
existiendo audn falta de consenso en cuanto a
su incidencia, fisiopatologia y manejo’. En este
trabajo presentamos tres casos de pacientes con
quistes subgléticos evaluados en el Hospital de
Ninos Roberto del Rio (HRR), destacando la
presencia de los factores de riesgo ya descritos
(prematurez e intubacién en el periodo neo-
natal) en todos ellos.

Caso Clinico 1

Paciente de sexo femenino, pretérmino
de 28 semanas, con antecedente de displasia
broncopulmonar que requirié intubacién oro-
traqueal por 14 dias en periodo neonatal. A los
tres meses de edad (un mes de edad corregida),
consultd en el servicio de otorrinolaringologia
por cuadro de una semana de evolucién de
estridor bifésico que cedia con el uso de cor-
ticoides inhalatorios y salbutamol. Se realizé
una nasofibroscopia que mostré una probable
estenosis subgldtica con compromiso parcial
del lumen (Figura 1).

La paciente fue llevada a pabell6n para una
laringoscopia directa, observindose una dis-
minucion del calibre de la subglotis a expensas
de multiples quistes. Se realiz6 una dilatacién
con tubos orotraqueales (TOT) hasta4 mm en
primera instancia, con ruptura de los quistes,
logrando un calibre adecuado de via aérea. Sin
embargo, la paciente present6 reaparicion del
estridor al dia siguiente, por lo que se someti6 a
un segundo procedimiento donde se evidenci6
reaparicion de los quistes de la region anterior,
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los cuales fueron marsupializados usando téc-
nica fria (Figura 2a y 2b). Al finalizar el proce-
dimiento se aplic6 crema de betametasona con
gentamicina (Mixgen®, Laboratorio Chile). El
informe andtomopatoldgico informé quistes
ductales (Figura 3).

A las 3 semanas se realiz6 una nueva larin-
goscopia directa, donde no se observo recidiva
de los quistes. La paciente se mantuvo en se-
guimiento por 18 meses tras el procedimiento,
sin reaparicion de sintomatologia.

Caso Clinico 2

Paciente de sexo masculino, pretérmino de
27 semanas con antecedente de enfermedad
de membrana hialina que requiri6 intubacién
orotraqueal por 12 dias en el periodo neonatal.
En los meses siguientes presenté dos cuadros
diagnosticados como laringitis aguda (croup)
que fueron manejados en forma ambulatoria.
Alos 8 meses de edad (5 meses de edad corre-
gida), consulté por un cuadro interpretado
nuevamente como croup, donde se pesquisé
un estridor bifdsico con dificultad respirato-
ria que respondi6 escasamente a terapia, por
lo que se hospitaliz6 para estudio. Se realizd
una nasofibroscopia que mostré una estre-
chez de la subglotis de aspecto quistico, que
ocupaba aproximadamente el 90% del lumen
(Figura 4).

Figura 1. Caso 1, nasofibroscopia preoperatoria.
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Figura 2. Caso 1, A: Laringoscopia directa donde se observan quistes subgloticos bilaterales (flechas verdes); B: Marsupializacion
fria de quistes con pinza en copa.

Figura 3. Caso 1, biopsia de quiste con tincion H-E. Se informa
como ectasia ductal quistica de glandulas mucosas laringeas (quiste
ductal).

568

Se decidi6 realizar una laringoscopia direc-
ta, observandose mdltiples quistes subgléticos,
el mas importante bajo el tercio anterior de la
cuerda vocal izquierda, existiendo otros dos
quistes mds pequeiios bajo el tercio medio dela
cuerda vocal derecha y hacia el margen anterior
de la subglotis. Se realizé una marsupializacién
fria con pinzas, sin incidentes. También se
observé una pequena cicatriz en la comisura
posterior, no obstructiva.

En el control a las dos semanas posprocedi-
miento, el paciente evoluciona favorablemen-
te, sin nueva sintomatologia.

Figura 4. Caso 2, nasofibroscopia preoperatoria.

Caso Clinico 3

Paciente nacido y atendido inicialmente
en otro centro de salud, de sexo masculino,
pretérmino de 29 semanas, gemelar II, con
antecedente de enfermedad de membrana
hialina que requirié intubacién orotraqueal
por cuatro dias. Ademas, se realizé una ciru-
gia por anquiloglosia al segundo mes de vida,
donde se describié una intubacién dificultosa,
evolucionando con estridor posextubacién,
el cual persisti6 hasta el alta de la unidad de
neonatologia.
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A los cinco meses de vida (tres meses de
edad corregida), consulté en el servicio de
urgencias de nuestro hospital por cuadro de
una semana de tos seca, afebril, con estridor en
aumento y dificultad respiratoria progresiva,
con retraccién costal y subcostal. El cuadro
se interpreté como una laringitis aguda y se
realiz6 manejo médico con mala respuesta, por
lo que fue hospitalizado. En este contexto, fue
evaluado por otorrinolaringologia. Se realizé
una nasofibroscopia que mostré una probable
estenosis subglética con compromiso parcial
del lumen (Figura 5).

El paciente fue llevado a quir6fano para
laringoscopia directa, observdndose una
disminucién del lumen subglético de 80%,
predominantemente hacia anterior (Figura
6), el cual fue inicialmente tratado con dilata-
ciones endoscépicas con tubos orotraqueales y
broncoscopio, siendo dado de alta con discreto
estridor bifésico en reposo.

El paciente evolucioné inicialmente en
forma favorable, pero tras un mes presentd
aumento del estridor y se realizé nueva na-
sofibroscopia que no fue concluyente, por lo
que se decidi6 realizar una nueva revisién en
pabell6n, donde se observaron quistes sub-
gléticos bilaterales que obstruian cerca de un
90% del lumen, el mayor a derecha y anterior.
Se realizé marsupializacion fria y dilatacion en
tres oportunidades, durante la misma hospi-
talizacion, por recidiva de las lesiones. En el
altimo procedimiento, se logré una via aérea
con estenosis residual de 40%-50%, saliendo
extubado de pabellén y siendo dado de alta al
dia siguiente. El paciente se mantiene en con-
troles periédicos y en el seguimiento a 6 meses
no hay reaparicion del estridor.

Discusion

Los quistes subgldticos son una causa infre-
cuente de estridor en lactantes. Se han clasifi-
cado en congénitos y adquiridos; sin embargo,
dado que la prematurez es un factor de riesgo
para ambos y considerando que la mayoria de
los prematuros extremos presenta dificultad
respiratoria que requiere intubacion, se vuelve
dificil diferenciarlos®”. Si bien no existen datos
confiables para estimar la incidencia de quistes
subgléticos?, se piensa que la gran mayoria de
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Figura 5. Caso 3, nasofibroscopia preoperatoria. Se
observa una disminucion del lumen subglético, sin verse
claramente imégenes quisticas.

Figura 6. Caso 3, laringoscopia directa donde se ob-
servan quistes subgloticos anteriores bilaterales (flechas
verdes).

estos quistes son adquiridos, siendo la historia
clasica un estridor bifdsico progresivo que
aparece meses después de una intubacién en
un recién nacido prematuro.

En un reporte, Rodriguez y cols. mencio-
nan que en el 7% de los lactantes con estridor
sometidos a laringoscopia directa o broncos-
copia se observaron quistes subgléticos*, mien-
tras que en otro estudio se menciona como la
cuarta causa mds frecuente de obstruccién de
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via aérea®. Sin embargo, esta alta frecuencia
relativa no es lo cominmente descrito en la
literatura, reportdndose mds bien como casos
aislados o pequenas series de casos.

Los principales factores de riesgo para el
desarrollo de quistes subgléticos descritos en
la literatura son la prematurez y la intubacién
temprana®’. Ademds, la patologia intercurrente
(sepsis, desnutricién), el reflujo gastroesofa-
gico y la cicatrizacién patoldgica, son factores
que favorecen su formacién'’. Otros autores
describen mayor frecuencia de quistes en gé-
nero masculino que femenino, aunque puede
ser explicado porque los varones tienen ademds
mayor riesgo de prematurez™®. Otros factores
de riesgo mencionados en la literatura son la
intubacidn repetida, traumdtica o con tubo de
calibre inadecuado. En un estudio, se comparé
la intubacién nasotraqueal y orotraqueal, sin
evidencia de que el modo de intubacién tenga
relacién alguna con la incidencia o el sitio de
aparicion de los quistes®®”. A su vez, hay estu-
dios que mencionan aparicién de quistes con
intubaciones desde menos de 24 horas, por lo
que, hasta el momento, parece no haber una
clara relacion entre la duracién de la intuba-
cién y la aparicion de quistes®®.

Considerando que la intubacién, por lo
general, es realizada por un profesional diestro,
y dada la conformacién del laringoscopio, la
region posterior e izquierda de la subglotis
son las zonas mds susceptibles a traumatismos
durante la intubacién, acorde con los sitios
mas frecuentes de apariciéon de estos quistes
reportados en la literatura®. Se mencionan
como posibles eventos traumaticos el efecto
de “pistén neumdtico” que se produce entre
el tubo y el ventilador, asi como la intubacién
repetida, la succién endotraqueal o el despla-
zamiento del tubo. Ademds, el hecho de que
los nifos tengan mayor nimero de gldndulas
submucosas en la subglotis puede aumentar
su predisposicion a la formacién de quistes®”.

A nivel histopatoldgico, inicialmente se
produce un desgarro o ulceracién en la muco-
sa, seguido de necrosis, reparacion tisular con
formacién de tejido de granulacién y posterior
regeneracion del epitelio. Sin embargo, en
aquellos pacientes que desarrollan quistes, se
postula que el tejido de granulacién conduce a
la formacidn de fibrosis subepitelial y metapla-
sia escamosa, los que producen una posterior

obstruccién de las glandulas mucosas y llevan
finalmente a la formacién de quistes>*”’.

La edad més frecuente de presentacion es
entre los 4-6 meses de vida?, lo cual concuer-
da con la edad de presentacién observada en
nuestros pacientes. Por lo general, se describe
la aparicion de quistes dentro de los 12 meses
siguientes a la intubacién®®. En un estudio, se
describe un promedio de 8,2 meses entre la
intubacidn y el diagndstico, con un promedio
de dos semanas entre la aparicién de sintomas
y el diagnéstico nasofibroscdpico, con sélo un
caso que tard6 12 meses al ser diagnosticado
erréneamente como asma'.

La mayor parte de los autores menciona
el estridor como el sintoma mas frecuente de
presentacion, siendo descrito en seis de nueve
casos por Aksoy y cols. y en 11 de 14 pacientes
por Watson y cols.>*®. Esto concuerda con la
serie presentada, en que el estridor fue el sinto-
ma de presentacion en todos los pacientes. Sin
embargo, una serie de Halimi y cols., describe
como sintoma mas frecuente de presentacion
la disnea con retraccion supraesternal (82,3%),
seguida por estridor bifdsico (71%) y distrés
respiratorio con desaturacién (30%)'. Otros
autores describen también episodios apneicos,
dificultad en la alimentacion, cambios en la voz
posextubacion y tos “disfénica” como forma
de presentacion®*.

Muchas veces, los quistes subgléticos son
confundidos con otras patologias como la-
ringomalacia, asma o laringitis®, por lo que se
vuelve sumamente importante conocerlos y
sospechar su presencia para evitar importan-
tes errores diagnosticos. Por esto, se plantea
que debe sospecharse la presencia de quistes
subgléticos en pacientes con antecedentes de
prematurez y/o intubacién, y que se presenten
con estridor recurrente, en quiénes se reco-
mienda realizar prontamente estudio dirigido
para acelerar el diagnéstico y tratamiento™*.

El diagnéstico se realiza mediante videola-
ringoscopia o laringo-traqueo-broncoscopia
rigida. Las imdgenes no se solicitan de manera
rutinaria. La tomografia computarizada (TC)
s6lo permite visualizar el lumen de la via aé-
rea, sin aportar datos sobre la estructura de su
pared, aunque la resonancia magnética (RM)
podria entregar algo mds de informacién al
respecto’. El tratamiento quirdrgico debe ser
reservado para lesiones que disminuyan el
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lumen subgldtico en forma significativa. En
caso de haber quistes bilaterales, a veces se
recomienda un tratamiento secuencial para
prevenir una estenosis cicatricial.

En cuanto a las técnicas quirurgicas, se ha
descrito la marsupializacién con instrumental
frio, ldseres de diodo y CO, y el uso de micro-
debridador como alternativas. Algunos autores
consideran la técnica fria como de eleccidn,
pues evita el dano térmico de la mucosa sana
y podria presentar menor tasa de recurrencia,
aunque falta evidencia para poder respaldar
estas observaciones. En cuanto al laser, algu-
nos autores recomiendan el diodo por sobre
CO,, ya que genera menor dafio térmico de la
mucosa adyacente, es mds fécil de utilizar en
vias aéreas pequefias y ha demostrado ser una
técnica efectiva para el tratamiento de quistes
subgldticos en poblacién pedidtrica®'’. Por otra
parte, el microdebridador permite un mejor
control durante la escision del quiste dado que
realiza succién concomitante; sin embargo, el
tamano del instrumental dificulta su uso en la
infancia temprana, ademads del riesgo de san-
grado inherente a la técnica'. En un estudio,
ademads del manejo del quiste con técnica fria
o ldser CO,, se realiz6 dilatacion con balén a
todos los pacientes, sin presentar recurrencias®.

En cuanto a nuestros casos, la exposicién
quirurgica se logra mediante laringoscopia de
suspension o bien con la ayuda de un videola-
ringoscopio (C-MAC®, Karl Storz, Tuttlingen,
Alemania). Aunque el uso del microscopio
quirudrgico permite visién en profundidad y el
uso de ambas manos para operar, en general
optamos por el uso de endoscopios de 0° y 4
mm por la mejor calidad de imagen y visién
panordmica. Los quistes fueron marsupializa-
dos usando pinzas de copa o con microtijeras.
Los procedimientos son realizados bajo anes-
tesia general, idealmente con el paciente en
ventilacién espontdnea o, de no ser posible, en
apnea intermitente, compartiendo la via aérea
con el anestesista.

La recurrencia de quistes subgléticos es
alta, siendo descrita entre un 19%-70% de
los casos segun distintos autores, en especial
en los primeros cuatro meses posteriores a la
resolucién quirdrgica, pero pudiendo ocurrir
por un periodo de hasta dos afios**. En un
estudio, se menciona que puede existir rela-
cién entre la presencia de maltiples quistes al
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momento del diagnéstico con una mayor tasa
de recurrencia’. Ademds, estd descrito que la
recurrencia no siempre ocurre en el mismo
sitio inicial, lo que puede indicar que existe
un proceso patoldgico continuo subyacente.

Se recomienda reevaluar la via aérea en un
plazo de 2-4 meses, dado que la mayor parte
de la recurrencia parece ocurrir en este periodo
de tiempo, manteniendo posteriormente al
paciente en control clinico®. Algunos autores
han utilizado mitomicina-C en forma tépica
como terapia adyuvante para prevenir la recu-
rrencia y evitar la cicatrizacién excesiva, con
resultados promisorios, aunque la evidencia es
escasa como para recomendar su uso rutinario.
También, es importante tener en consideracién
los potenciales riesgos asociados (dafno renal,
fibrosis pulmonar), aunque no se hayan repor-
tado mediante uso tépico del agente®*.

Se ha observado también una relacién entre
quistes subgldticos y reflujo gastroesofagico; se
plantea que el reflujo pudiera ser secundario al
aumento de la presién negativa intratordcica
debido a la obstruccion de via aérea, similar a
lo que ocurre en pacientes con laringomalacia.
Sin embargo, pese a que no hay una relacién de
causalidad demostrada, se recomienda mante-
ner tratamiento antirreflujo durante el periodo
previo y posterior a la cirugia por tiempo pro-
longado, como un factor que pudiera ayudar a
disminuir la alta tasa de recurrencia'’.

Conclusion

Los quistes subgléticos adquiridos son una
causa infrecuente de estridor en lactantes. Se
desconoce su real incidencia, aunque parecie-
ra ir en aumento dada la mayor sobrevida de
recién nacidos prematuros. Los principales
factores de riesgo descritos son la intubacion
tempranay la prematurez. Es importante tener
una alta sospecha clinica para lograr un diag-
nostico adecuado e implementar un manejo
oportuno, evitando morbilidad asociada. Si
bien no existe consenso, parece ser que la téc-
nica fria o el laser de diodo, con o sin dilatacion
endoscopica, son el manejo de eleccion en la
actualidad. Existe una alta tasa de recurrencia
descrita en la literatura, por lo que se debe
realizar seguimiento por un periodo de tiempo
prolongado, aunque no existe consenso respec-
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toala duracién de éste. El uso de mitomicina C
tépicay la terapia antirreflujo podrian cumplir
un rol en disminuir la recidiva, aunque falta
evidencia para recomendar su uso rutinario.
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