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Hidatidosis muscular primaria
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Resumen

Introduccion y objetivos. La localizacion primaria
de los quistes hidatidicos en musculo es del 1 al 4%
segun las escasas series publicadas. Pretendemos
contribuir al conocimiento del tratamiento de la infes-
tacion en esta infrecuente localizacion.

Métodos. Presentamos un estudio retrospectivo de
13 casos de hidatidosis muscular primaria (edad me-
dia, 53 afos; rango, 30-82; 8 varones), el 4,2% del to-
tal de casos de hidatidosis tratados en nuestro servi-
cio entre 1983 y 1999.

Resultados y conclusiones. La presentacion clinica
mas frecuente fue la presencia de una masa silente
de lento crecimiento. En el proceso diagndstico los
tests inmunoldgicos son ineficaces, y son fundamen-
tales la sospecha clinica y las pruebas de imagen,
sobre todo la resonancia nuclear magnética. La pun-
cion del quiste, realizada con fines diagndsticos o te-
rapéuticos, no esta exenta de complicaciones y en
ningun caso consigue la total eliminacion de la en-
fermedad, lo que se consigue Unicamente con la
realizacion de cirugia radical, complementada con
tratamiento antihelmintico (albendazol o mebenda-
zol) cuando se sospecha enfermedad residual para
evitar su diseminacion, aunque tampoco consigue
por si solo eliminar la enfermedad.

Palabras clave: Hidatidosis muscular primaria. Hidatido-
sis. Quistes musculares.

PRIMARY MUSCULAR HYDATID DISEASE

Introduction and objectives. Primary muscular in-
volvement in hydatid disease is found in only 1-4% of
the few series published. The aim of this study was to
contribute to knowledge of the management of this
uncommon site of human cystic echinococcosis.

Methods. We present a retrospective study of 13
cases of primary muscular hydatid disease, represen-
ting 4.2% of the 309 cases of hydatid disease treated
in our department between 1983 and 1999. The mean
age of the patients was 53 years (range: 30-82; eight
men).

Results and conclusions. The most common clini-
cal presentation was an asymptomatic and slow gro-
wing mass. Immunological tests were ineffective in
diagnosis but clinical findings and imaging techni-
ques were essential, especially nuclear magnetic re-
sonance imaging. Diagnostic or therapeutic puncture
can provoke complications and does not achieve
complete elimination of the cyst. Elimination can only
be achieved by radical surgery. When residual disea-
se is suspected, chemotherapy (albendazole or me-
bendazole) should be administered to limit dissemi-
nation but this treatment alone does not eliminate the
disease.

Key words: Primary intramuscular hydatid disease. Hu-
man cystic echinococcosis. Intramuscular cysts.

Introduccion

La infestacion hidatidica es la méas frecuente de las
causadas por helmintos, pero su localizacién primaria en
musculo o tejido 6seo es poco frecuente’. La hidatidosis
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es una zoonosis de distribucion mundial causada por la
forma larvaria del cestodo Echinococcus granulosus, que
coloniza habitualmente el intestino delgado de animales
carnivoros como perros y lobos, huéspedes definitivos
del ciclo?®. La infestacién humana se produce al ingerir
huevos que contaminan el ambiente una vez eliminados
con las heces por los huéspedes definitivos®; al ser el
tubo digestivo su puerta de entrada, higado y pulmén
constituyen las localizaciones primarias més frecuentes
de esta enfermedad debido a su papel como filtro capi-
lar*4, La hidatidosis de localizacion osteomuscular se
produce sélo en el 1-4% de los casos segun datos deri-
vados de las escasas series publicadas?.
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El objetivo de este trabajo es presentar nuestra serie
de 13 casos de enfermedad hidatidica muscular (de las
mas largas en esta infrecuente localizacién)®, dilucidar el
valor de diferentes pruebas diagndsticas para lograr un
correcto diagnostico inicial y presentar nuestra experien-
cia en el tratamiento de estos pacientes.

Pacientes y métodos

En el periodo comprendido entre 1983 y 1999 hemos diagnosticado
y tratado en nuestro Servicio de Cirugia 13 casos de hidatidosis muscu-
lar primaria, lo que representa el 4,21% del total de 309 casos de hida-
tidosis de todas localizaciones. La edad media de los pacientes fue de
53 afos (rango, 30-82), 8 de ellos, varones. El tiempo medio de segui-
miento es de 81 meses (rango, 24-217). Estos datos epidemioldgicos,
asi como el resto de los que hemos recogido y a los que posteriormen-
te haremos referencia, quedan reflejados en la tabla 1.

En tres casos habia ademas afectacion 6sea, dos de ellos de locali-
zacién sacra y en un caso sacroiliaca. La afectacion asociada de los 6r-
ganos afectados mas frecuentemente (higado y pulmén) fue descarta-
da en todos nuestros pacientes por medio de ecografia abdominal y
radiografia de torax. Unicamente en uno de ellos (caso 6) aparecia el
antecedente de hidatidosis de localizacién pulmonar intervenida 17
anos antes.

En todos los pacientes (excepto en el caso 5) se realizaron preope-
ratoriamente los tests seroldgicos para hidatidosis (hemaglutinacion in-
directa). También se determinaron las concentraciones de inmunoglobu-
linas G, A, M y E totales e inmunoglobulina E especifica contra E.
granulosus por medio del test de ELISA usando anticuerpos monoclo-
nales, preoperatoriamente, cada tres meses durante el primer afio pos-
toperatorio y posteriormente con periodicidad anual.

Como técnica quirirgica de eleccién realizamos la escision quirtrgi-
ca con amplio margen de seguridad (3,5 cm minimo), seguida de lava-
do con solucién salina al 20% y a continuacion lavado con solucion de
povidona yodada al 50%. Los quistes se encontraban rodeados de una
gruesa capsula fibrosa, la periquistica, y una vez abierta fuera del cam-
po quirdrgico, se observo su contenido: liquido claro y vesiculas hijas

TABLA 1. Caracteristicas de los pacientes

con escolices. En todos los casos el estudio anatomopatolégico confir-
mé el diagndstico.

Cuando no fue posible realizar esta cirugfa radical debido a la afecta-
cién del sacro (casos 2, 8 y 13), o por la proximidad de grandes nervios
(caso 10), indicamos tratamiento antihelmintico adyuvante. Utilizamos
albendazol, a dosis de 15 mg/kg/dia (caso 2: 2 ciclos; caso 8: 6 ciclos;
caso 10: 6 ciclos, y caso 13: 3 ciclos), 0 mebendazol (previamente a la
comercializacion de albendazol), a dosis de 50 mg/kg/dia (caso 2: 3 ci-
clos, y caso 10: durante tres afos). Cada ciclo consta de 28 dias de tra-
tamiento, dejando un mes sin tratamiento cada tres ciclos. Se siguid es-
trechamente la evolucion de estos pacientes, tanto para detectar
tempranamente una posible recidiva hidatidica como la aparicion de to-
xicidad hepatica por estos farmacos.

Resultados

En nuestra serie, la presentacion clinica més frecuente
fue la presencia de una masa silente de lento crecimiento (7
casos). En dos casos se realizé la puncion y apertura de la
tumoracién con intenciones diagndsticas o por error diag-
ndstico; en ambos se produjo infeccién de la cavidad quisti-
ca y fistulizacién. De los tres casos con afeccién hidatidica
del sacro, dos comenzaron con fistulizacion de la cavidad
abscesificada (casos 8 y 13). Uno de los pacientes (caso 3),
intervenido una semana antes con el diagnéstico equivoca-
do de lipoma en otro centro, ingres6 de urgencia presentan-
do un shock séptico. El paciente con enfermedad hidatidica
en la musculatura de la pared abdominal presentaba colec-
ciones abscesificadas alrededor del quiste hidatidico, a pe-
sar de lo cual pudimos realizar cirugia radical.

Obtuvimos imagenes de resonancia nuclear magnética
en 4 casos durante el proceso diagnéstico (casos 4, 7,
11 y 12); en todos ellos las imagenes fueron altamente
indicativas de enfermedad hidatidica (tabla 1).

Caso Edad y sexo Localizacion Hepat./pulm. Sintomas Serologia IgE total
IgE espec.
1 57, varén Musculos cuadrado No/no Tumory ) Especifica
y lumbar izquierdo compresion elevada
2 46, varon Hueso sacro y No/no Tumor y sindrome ) Ambas
musculo lumbar izquierdo ciatico normales
3 52, mujer Musculatura para No/no Tumor =) Ambas
vertebral izquierda normales
4 45, varén Musculos lumbares No/no Tumor (+) Ambas
normales
5 82, mujer Musculatura pared abdominal Si/no Dolor, tumor No No
investigada detectadas
6 69, varén Musculo diafragma No/si Vomica (+) Ambas
(pilar izquierdo) elevadas
7 47, varén Musculo gluteo derecho No/no Tumor ) Ambas
normales
8 53, mujer Musculo gluteo derecho No/no Fistula (+) Ambas
y hueso sacroiliaco normales
9 43, varon Musculo gluteo izquierdo No/no Tumor (+) Ambas
elevadas
10 60, mujer Musculo vasto medial derecho No/no Tumor y fiebre (+) Especifica
elevada
11 40, mujer Musculo gastrocnemio izquierdo  No/no Fiebre y dolor (+) Ambas
elevadas
12 66, varén Musculo séleo derecho No/no Tumor y dolor (=) Ambas
normales
13 30, varén Musculo gluteo izquierdo No/no Fistula (+) Ambas
y hueso sacro normales

Hepat./pulm.: quistes hidatidicos en localizacién hepatica/pulmonar; IgE espec.: IgE especifica contra hidatidosis; eco: ecografia; TC: tomografia computarizada; RM: resonancia magné-

tica.
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TABLA 1. Caracteristicas de los pacientes (continuacién)
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Puncion Técnicas Tratamiento Infeccion Cirugia por Tipo

apertura de imagen adyuvante hidatidosis vesicular
No TC muy indicativa No No No Multiple
No TC muy indicativa Si No Si Multiple
Si TC indicativa No Si, shock séptico Si (previa) Unico
No TC/RM muy indicativas No No Si (previa) Multiple
No TC pobre No Si No Multiple
No TC muy indicativa No No No Unico
No RM muy indicativa No No No Multiple
No TC indicativa Si Si Multiple Multiple
No Ecografia indicativa No No No Multiple
Si Eco/TC/RM indicativas Si Si Si Multiple
No RMN muy indicativa No No No Multiple
No TC/RM muy indicativas No No No Multiple
No TC/RM muy indicativas Si Si Multiple Multiple

En cuanto a laboratorio, el test de hemaglutinacién in-
directa para hidatidosis fue negativo en 5 casos (tabla 1),
y las IgE total e IgE especifica contra hidatidosis en 7 ca-
sos. Su interpretacion no fue decisiva para el diagnéstico.
En el caso nimero 6, la IgE total descendi6 de 3.290
Ul/ml en el preoperatorio a 361 Ul/ml un afo después;
sin embargo, la IgE especifica contra E. granulosus au-
ment6 de 9,3 ku/l a 19 ku/l en el mismo periodo, sin ha-
llar signos clinicos ni radioldgicos de recidiva hidatica en
los primeros 5 afios de seguimiento postoperatorio com-
pletados hasta ahora. Excepto en dos casos (casos 6 y
11, con 2.480 y 3.540 eosindfilos/ml, respectivamente), el
recuento de eosindfilos fue normal en todos los pacien-
tes.

En todos los casos en que se realizé cirugia radical,
la evolucion postoperatoria estuvo libre de complica-
ciones. En los cuatro casos en que no fue posible rea-
lizar este tipo de cirugia se utilizaron farmacos antihel-
minticos (albendazol o mebendazol), que no fueron
suficientes para eliminar la enfermedad, haciendo ne-
cesarias nuevas intervenciones quirdrgicas. En el caso
numero 8, el tratamiento con albendazol si pudo influir
positivamente en el cierre de dos fistulas cutaneas,
pero fue necesaria una nueva intervencién quirdrgica,
por ahora definitiva, 4 afios mas tarde. El paciente del
caso numero 10 recibi6 tratamiento con mebendazol
durante tres afios en el postoperatorio; una vez sus-
pendido el tratamiento, reaparecieron los sintomas y
fue indicada nuevamente la cirugia. En el caso nimero
13, el tratamiento antihelmintico puede estar relacio-
nado con la evolucién asintomatica de la enfermedad
durante 9 afos. En ningln caso fue necesario suspen-
der el tratamiento médico por la aparacién de toxicidad
hepatica.
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Discusion

Debido al conocido trayecto de los huevos infestantes
en el ser humano, las formas clinicas mas frecuentes de
hidatidosis son la pulmonar (15%) y, sobre todo, la hepa-
tica (65%); la afeccion osteomuscular es poco frecuente,
del 1 al 4% de los casos segun las series?. En nuestra
casuistica la afeccién osteomuscular representa el 4,21%
del total de casos de hidatidosis (13 de 309). Daali y Hs-
saida® han publicado recientemente una serie de hidati-
dosis muscular con 15 casos, aunque la mayoria de sus
pacientes presentan afeccion de los mdculos diafragma o
psoas y los planteamientos diagndsticos y terapéuticos
son diferentes de los nuestros.

Al igual que encuentran otros autores?*, nuestros ca-
sos de hidatidosis osteomuscular se presentan en su ma-
yoria aislados, sin afeccion hepatica o pulmonar sincréni-
ca. En cualquier caso, debido a su mayor frecuencia, la
afeccién de estos érganos debe descartarse siempre du-
rante el proceso diagndstico por las técnicas de imagen
habituales (ecografia hepatica y radiografia de torax)?. En
la bibliografia, la mayoria de los casos de hidatidosis
muscular se presenta asociada con afeccion ésea?, lo
que no ocurre en nuestra serie.

Las técnicas de imagen son fundamentales en el pro-
ceso diagndstico. Se han descrito varios patrones de en-
fermedad que incluyen el quiste unilocular, la lesién mul-
tivesicular y el complejo atipico o lesion sélida*s. La
lesién multivesicular es caracteristica pero no patogno-
mdnica de enfermedad hidatidica, y representa la exis-
tencia de multiples vesiculas hijas dentro del quiste origi-
nal*®. Si bien ha estado presente en la mayoria de
nuestros casos, para otros autores es excepcional en la
afeccion osteomuscular?’2.
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Fig. 1. Caso 11:imagen de resonancia en T1, quiste multivesicular
hipodenso.

Fig. 2. Caso 11: imagen de resonancia en T2 donde se observa el
“signo del anillo” (periquistica).

Obtuvimos imagenes por tomografia computarizada en
9 casos, pero s6lo en 5 de ellos (55,5%) fueron altamen-
te indicativas de enfermedad hidatidica. En cuatro de
nuestros casos obtuvimos imagenes de resonancia nu-
clear magnética durante el proceso diagndstico, y en to-
dos ellos fueron muy indicativas de enfermedad hidatidi-
ca. Las imagenes obtenidas por tomografia son similares
a las obtenidas por resonancia en T1 (fig. 1). El patrén de
intensidad de sefal de las vesiculas hijas en la resonan-
cia depende de su contenido y viabilidad: cuando mue-
ren, dejan de producir fluido hidatidico?. La presencia de
una infeccion intraquistica que produce abundantes resi-
duos intraquisticos y cambios inflamatorios puede hacer
que la morfologia tipica se transforme en un complejo
atipico o lesién solida, que puede semejar una tumora-
cién®. El “signo del anillo” (fig. 2), que aparece en las ima-
genes de resonancia como una sefial de baja densidad
alrededor del quiste y que representa la periquistica,
puede ser Util en el diagnostico diferencial®, aunque no
es patognomonico y puede aparecer en otras lesiones
con capsula fibrosa®”. Nuestra experiencia nos hace con-
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cluir que las imégenes obtenidas por resonancia presen-
tan mayores sensibilidad y especificidad que las obteni-
das por otros métodos de imagen, y es la técnica de ima-
gen de eleccion.

En estudios previos de nuestro grupo de investigacion
hemos demostrado que las pruebas inmunoldgicas son
de gran utilidad para el diagnéstico de la enfermedad hi-
datidica de localizacion hepatica'®'® y, aunque con menor
sensibilidad, también en caso de que hubiese infeccién
intraquistica'. En la presente serie, y al igual que otros
autores*®, hemos comprobado que su comportamiento
no es el mismo en el caso de la localizacion osteomuscu-
lar . Las pruebas seroldgicas han sido negativas y el re-
cuento de eosindfilos, normal en muchos de los casos, lo
gue hace que los consideremos Utiles pero no definitivos
en el diagndstico diferencial. Como apuntaron Rigano et
al’®, es posible que este alto indice de seronegatividad
sea debido a factores desconocidos del parasito o el
huésped en la hidatidosis de esta localizacion, que pro-
vocan una inadecuada activacion de las células T-hel-
per-2, con la consecuente reduccién en la produccién de
citocinas implicadas en la expresion periférica de inmu-
noglobulinas. Més recientemente, Bonifacino et al'® en-
contraron elevados los valores séricos de antigenos y
anticuerpos especificos, considerandolos de valor pro-
nostico en determinados pacientes con hidatidosis se-
cundaria diseminada o con afeccién 6sea grave mientras
se mantengan elevados.

En desacuerdo con estas observaciones, en el caso
ndmero 6 de nuestra serie se observa un descenso signi-
ficativo de la IgE total un afno después de la cirugia, de
forma similar a lo observado en las hidatidosis de locali-
zacién hepatica''!, pero la IgE especifica contra E. gra-
nulosus, la cual permanece elevada durante toda la vida
del paciente en la parasitacion de localizacion hepatica',
aument6 postoperatoriamente sin que hayamos encon-
trado signos clinicos ni radiolégicos de recidiva de la en-
fermedad tras 5 afios de seguimiento.

En los casos crénicos de nuestra serie (10 y 13) ningu-
na de estas inmunoglobulinas aument6 durante el segui-
miento, quiz4 como efecto del tratamiento con farmacos
antihelminticos, ya que Bonifacino et al'® encuentran que
la transformacién linfocitaria in vitro inducida por el anti-
geno especifico se encuentra significativamente reducida
durante el tratamiento con albendazol debido a la supre-
sién de las respuestas celulares inducidas por el parasi-
to, retornando a los valores normales posteriormente.

La puncion-aspiracion con aguja fina realizada con fi-
nes diagndsticos comporta el riesgo de graves reaccio-
nes anafilacticas; ademas, los dos casos “abiertos” de
nuestra serie sufrieron sobreinfeccion bacteriana, por lo
que creemos que, establecida la sospecha, esta técnica
debe evitarse*. La técnica terapéutica propuesta por Pe-
laez et al'” para quistes de localizacion hepatica (pun-
cién-aspiracion percutanea, seguida de inyeccién de sue-
ro salino hipertonico y reaspiracién bajo control por
tomografia computarizada) consigue un descenso gra-
dual del tamanio del quiste, pero no su eliminacién, y no
esta exenta de las complicaciones ya citadas'’. La misma
técnica, pero utilizando albendazol-sulféxido en la inyec-
cién, ha demostrado ser mas efectiva en ovejas con hida-
tidosis hepatica'®.
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Al igual que otros autores®, consideramos que la ciru-
gia es el tratamiento de eleccion, realizada con amplio
margen de seguridad dado el alto riesgo de recidiva'®.
Los casos de nuestra serie en los que no se llevo a cabo
cirugia radical (tres de ellos con afeccién sacra) precisa-
ron nuevas intervenciones quirdrgicas independiente-
mente de la administracion de quimioterapia. La afeccion
del hueso sacro dificulta la cirugia radical, aunque en ge-
neral la hidatidosis dsea hace la reseccion radical del
area afectada imposible en la mayoria de los pacientes®,
porque la diseminacion de la parasitacion en el hueso
aun no ha sido claramente establecida®' y por la dificutad
de establecer margenes de seguridad.

Algunos trabajos” dan gran importancia al tratamiento
con derivados del benzimidazol preoperatoriamente y du-
rante tres meses mas en el postoperatorio. Nuestra expe-
riencia es que la quimioterapia puede ayudar a “silenciar”
los sintomas de la enfermedad (en dos casos ha podido
contribuir a cerrar dos fistulas cutdneas), pero no es ca-
paz de sustituir a la cirugia para eliminarla. Al igual que
otros autores??2* pensamos que debe ser administrada a
todos los pacientes en los que no ha sido posible realizar
cirugia radical con el objetivo de limitar la diseminacion
de la enfermedad, pero sin esperar su eliminacién si no
lo ha conseguido la cirugia.

En conclusién, ante una masa muscular silente de len-
to crecimiento debemos sospechar el diagnéstico de hi-
datidosis. Establecer el diagnéstico correcto es funda-
mental para realizar la intervencion adecuada en un solo
tiempo, y estan contraindicadas punciones y otras manio-
bras diagndsticas agresivas que pueden acarrear serias
complicaciones. La cirugia radical con amplio margen de
seguridad es el tratamiento de eleccién y el Unico real-
mente curativo; por ello, la afeccién dsea, sobre todo del
sacro, es un factor de mal prondstico de la enfermedad.
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