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Introduccién: El linfangioma es una malformacién linfatica cuyo tratamiento habitual ha sido
la cirugia. Se aporta un caso de linfagioma orbitario en una nifia a la que se traté con OK-432
intralesional para evitar la cirugia y sus complicaciones.

Discusién: E] OK-432 es una mezcla liofilizada de Streptococcus pyogenes del grupo A. que pro-
duce una fibrosis circunscrita de la lesién con una alta tasa de curacién. Sus principales

Palabras clave:
Linfangioma
0OK-432
Picibanil

ventajas son su facil aplicacién intralesional y la falta de cicatrices y lesiones a las estructu-
ras adyacentes de la lesién. Aunque su gran inconveniente es la gran reaccién inflamatoria

local que provoca.
© 2011 Sociedad Espanola de Oftalmologia. Publicado por Elsevier Espana, S.L. Todos los
derechos reservados.

Unsuccessful treatment with OK-432 picibanil for orbital lymphangioma

ABSTRACT
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Introduction: Lymphangioma is a malformation of the lymphatic system. The classic
approach is surgery. We report a case of orbital lymphangioma in a girl who was given
OK-432 to avoid surgery and its complications.
Discussion: OK-432 is a lyophilized mixture of group A Streptococcus pyogenes which produces
a fibrosis limited to the lesion with a high cure rate. The main advantages are the easy intra-
lesional application. with no scars and or damage of closed areas. Its main disadvantage is
a significant local inflammatory reaction.
© 2011 Sociedad Espafiola de Oftalmologia. Published by Elsevier Espaia, S.L. All rights
reserved.

Introduccién

Se realizé6 una resonancia magnética nuclear (RMN)
confirmando el diagnéstico de linfangioma orbitario tem-
porosuperior izquierdo (fig. 3). No presentaba antecedentes

Nina de 13 anos que acude de urgencias por ptosis palpe-
bral superior del ojo izquierdo (fig. 1). Al evertir el parpado
se aprecia una masa moévil, blanda, no dolorosa y ricamente
vascularizada sospechosa de linfangioma (fig. 2).

* Autor para correspondencia.
Correo electrénico: lanuza_amp@gva.es (A. Lanuza Garcia).

oftalmolégicos y generales de interés. La exploracién oftalmo-
légica fue normal excepto la ptosis mecénica.

Los linfangiomas son malformaciones vasculares benignas
que tienden a sangrar espontaneamente de forma circunscrita
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Fig. 2 - Linfangioma al evertir el parpado.

intralesionalmente. No experimentan cambios de volumen
con la maniobra de Valsalva. La localizacién mas frecuente de
los linfangiomas palpebrales es en parpado superior y tercio
interno. Nuestro caso es superoexterno’.

El diagnéstico es clinico y se basa en técnicas de imagen.
siendo la RMN la que aporta mayor informacién. La progresiéon
del aumento del tamano del linfangioma es consecuencia del

Fig. 3 - Resonancia magnética nuclear de la lesién en T2.

Fig. 4 - Reaccién aguda inflamatoria a las 48h del
tratamiento.

sangrado. El tratamiento de eleccién es quirtrgico, sin estar
exento de recidivas y complicaciones®?.

El tratamiento del linfangioma presenta diferentes opcio-
nes terapéuticas, entre las que destacan aquellas sustancias
con efecto esclerosante sobre las paredes vasculares del lin-
fangioma, como los corticoides intralesiones y las tetraciclinas
con los efectos secundarios conocidos®.

Para prevenir las complicaciones de la cirugia y de las sus-
tancias esclerosantes mencionadas previamente, se optd por
la inyeccién intralesional del OK-432 (Picibanil) como primera
opcién terapéutica.

Maniobra quirtrgica

Se extraen 0,02ml del contenido del linfangioma, bajo
anestesia general para su estudio anatomopatolégico. A
continuacién, se inyectan intralesionalmente 0,02mg de la
sustancia esclerosante OK-432 en el linfangioma. No se pro-
ducen efectos secundarios ni locales en el momento de la
aplicacién del OK-432. Aunque el procedimiento es sencillo, se

Fig. 5 - Aspecto de la lesién postratamiento con
un aumento del contenido del linfangioma.
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Fig. 6 - En la tomografia axial computarizada se aprecia
un gran aumento del linfangioma.

ingresa a la paciente por las posibles complicaciones locales
pautando analgesia y antibidticos de forma profilactica.

A las 48 horas de la aplicacién del OK-432, presenta un
aumento considerable del tamano del linfangioma impo-
sibilitindole la apertura del globo ocular por la reaccién
inflamatoria local (fig. 4). Apreciandose unas lesiones de color
chocolate, tipicas del sangrado del linfangioma y un hema-
toma palpebral a tensién que producia la ptosis del OI (fig. 5).

A pesar de lo aparatoso del cuadro, la presién intraocular.
agudeza visual, fundoscopia y reflejos pupilares fueron nor-
males. No present6 fiebre. Al tratamiento inicial se afladen
corticoides sistémicos por la reaccién inflamatoria local.

Se realiza de urgencia una tomografia axial computarizada
confirmando el aumento del tamano del linfangioma por san-
grado (fig. 6). Se opta por la observacién de la evolucién del
OK-432 en la lesién.

Alas dos semanas de la aplicacién del OK-432, se inicia la
disminucién del tamano del linfangioma. A los dos meses de
evolucién persiste una ptosis de 2mm.

Debido a las complicaciones locales, no se pauta una nueva
dosis de OK-432, que recomienda la literatura si en la primera
inyeccién intralesional no se obtienen los resultados espera-
dos.

Discusion

El OK-432 es una sustancia liofilizada de baja virulencia,
proveniente del Estreptococo pyogenes del grupo A. Su uso
estd contraindicado en pacientes alérgicos a p-lactdmicos
por el riesgo de reaccién anafilactica. Se ha utilizado en
tumores digestivos y pleurales por su accién esclerosante.

Recientemente esta sustancia se estd utilizando en el tra-
tamiento de los linfangiomas por su mecanismo de accién,
al producir un aumento de las células inflamatorias, células
natural killer, linfocitos CD3, interferén-a y la interleukina-6,
provocando un aumento de la permeabilidad del endotelio del
linfangioma, favoreciendo su drenaje linfatico, por lo que los
espacios quisticos se vacian, colapsan y esclerosan obtenién-
dose de esta forma la disminucién del tamaiio de la lesién y
por tanto su desaparicién*.

La dosis terapéutica son 0,02 mg de OK-432 que se inyectan
en la lesién. Si con una dosis no se consiguen los resultados
esperados, estd indicada una segunda dosis de la misma can-
tidad de OK-432, pasados 10-15 dias de la primera dosis de
OK-432 para favorecer los efectos esclerosantes de esta sus-
tancia al aumentar la dosis intralesional®.

En este caso, se desestim0 la intervencién quirtrgica como
primera eleccién por las complicaciones postoperatorias que
pueden suceder en la mayoria de los casos®*. La paciente
recuperd su aspecto inicial después del tratamiento, no obser-
vandose disminucién del tamaio de la lesién en la RMN.

El tratamiento quirtrgico de los linfangiomas no esta
exento de complicaciones y recidivas. La utilizacién de
OK-432 tiene como ventajas su facil aplicacién, la ausencia
de cicatrices y no producir lesiones en las estructuras adya-
centes. El inconveniente es la gran reaccién inflamatoria local
que, a pesar de ceder con el tiempo, hace controvertido su
uso en lesiones intraorbitarias. A pesar de los logros que se
han obtenido en otras localizaciones existen fallos en los orbi-
tarios, en esta paciente, es posible que el sangrado precoz
de la lesiéon haya impedido la accién esclerosante de este
producto. El resultado insatisfactorio en nuestro caso puede
aportar, uniéndonos a otros autores>, que este tratamiento no
sea apropiado en localizaciones orbitarias.
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