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Introduccion. La subluxacion rotatoria atlantoaxial es rela-
tivamente frecuente en pacientes pedidtricos, habitualmente
secundaria a procesos inflamatorios o trauméticos, y favore-
cida por la gran movilidad cervical infantil. En pacientes no
tratados puede cronificarse, produciendo una deformidad
cervical fija de dificil diagndstico y tratamiento. Hay esca-
sas series publicadas, todas ellas con pocos casos, no exis-
tiendo criterios definidos para su diagndstico y tratamiento.
Casos clinicos. Se presentan tres casos de subluxacién rota-
toria crénica atlanto-axial tratados en un periodo de 15
afios. Las edades de presentacién fueron 9,7 y 16 afios. En
todos se siguié el mismo protocolo diagndstico (radiogra-
fias, tomografia axial computarizada, en un caso resonancia
magnética nuclear y terapéutico: traccién progresiva con
halo hasta la reduccién comprobada por tomografia axial
computarizada e inmovilizacién con halo-yeso; en 1 caso no
se consiguid la reduccion completa, por lo que se hizo una
artrodesis posterior C1-C2.

Resultados. Los tres pacientes tienen un seguimiento mini-
mo de 2 afios, con una buena situacién clinica y movilidad
cervical normal en los no artrodesados; el otro paciente pre-
senta una ligera actitud en torticolis con una leve limitacién
de la rotacion cervical. No ha habido recidiva del cuadro.
Conclusiones. La subluxacion rotatoria crénica atlanto-axial
es una afeccion rara, que implica graves repercusiones funcio-
nales y dolorosas para el paciente, siendo su manejo dificulto-
s0; en esta serie, se trataron todos los casos siguiendo el mis-
mo protocolo: traccién craneal progresiva e inmovilizacion
con halo-yeso, obteniéndose una reduccién completa en 2 ca-
sos e incompleta en uno, por lo que se efectud artrodesis pos-
terior C1-C2; en la literatura no existen criterios unificados de
tratamiento, por lo que se proponen protocolos de actuacion.
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Atlanto-axial chronic rotational subluxation

Introduction. Atlanto-axial rotational subluxation, a relati-
vely common condition in pediatric patients, is normally se-
condary to traumatic inflammatory processes and is favored
by the great degree of cervical mobility in children. If untre-
ated, the condition may become chronic and result in a fi-
xed cervical deformity whose diagnosis and treatment may
pose a significant challenge. Only a few series have been
published, all of them containing a small number of cases
and there is an absence of definite criteria for the diagnosis
and treatment of this condition.

Clinical cases. Three cases are presented of atlanto-axial
chronic rotational subluxation treated over a 15-year period.
Ages at presentation were 9.7 and 16 year. In all patients,
the same protocols, both diagnostic (x-rays, CT-scan and
MR in one case) and therapeutic (gradual halo traction un-
til reduction was confirmed by a CT-scan and halo cast im-
mobilization) were used. In one case full reduction was not
achieved and, consequently, a C1-C2 posterior arthrodesis
was performed.

Results. All three patients had a minimum follow-up of 2
years. Patients not subjected to arthrodesis showed a satis-
factory clinical situation and normal cervical motion; the re-
maining patient had slight torticollis with somewhat limited
cervical rotation. There have been no relapses.

Conclusions. Atlanto-axial chronic rotational subluxation is
a condition with severe and painful repercussions for the
patient and whose management poses serious challenges. In
our series, all cases were treated following the same proto-
col: progressive cranial traction and halo cast immobiliza-
tion. Complete reduction was achieved, while in the remai-
ning one the reduction achieved was only partial, which
made it necessary to perform a C1-C2 posterior arthrodesis.
As the literature does not provide hard-and-fast treatment
criteria, we suggest possible protocols for action.

Key words: atlanto-axial rotational subluxation, rotational
fixation, torticollis, halo traction.
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La subluxacidn rotatoria atlanto-axial, descrita por Bell
en 1830, es una de las causas mas frecuentes de torticolis en
el nifio y puede ser debida a traumatismos de variable enti-
dad, infeccién respiratoria superior —conocida como sin-
drome de Grisel'—, cirugias en cabeza y cuello, artritis in-
flamatorias, etc. El término subluxacidn rotatoria, ha sido
cuestionado por diferentes autores, debido a que el despla-
zamiento rotacional se mantiene dentro de los amplios ran-
gos normales de la movilidad cervical del nifio%; asi, se han
propuesto diferentes denominaciones para definir esta enti-
dad clinica: luxacion rotatoria, deformidad rotatoria, despla-
zamiento rotatorio y luxacién hiperémica espontdnea’. El
paciente presenta torticolis con la cabeza inclinada lateral-
mente y con rotacion contralateral, existiendo espasmo del
esternocleidomastoideo ipsilateral en un intento de vencer
la situacién de torticolis. El diagndstico radiolégico es difi-
cil y por ello suele ser preciso recurrir a las imdgenes de to-
mografia axial computarizada (TAC) que mostrardn clara-
mente la lesién*. Cuando la deformidad persiste, puede
llegar a ser irreductible, provocando un cuadro de fijacién
rotatoria que fue clasificado por Fielding en 4 tipos®, supo-
niendo una verdadera subluxacién rotatoria crénica atlanto-
axial (SRCAA). El tratamiento generalmente admitido es la
traccion craneal o cervical con reduccién progresiva segui-
da de inmovilizacién, pero no existen pautas de tratamiento
establecidas, asi como de la necesidad o no de estabiliza-
cién quirdrgica®’. Las series publicadas son cortas y no
existe unanimidad de criterios en cuanto a su diagndstico y
tratamiento, por lo que el propdsito de este trabajo es anali-
zar nuestra casuistica y, comparandola con la literatura exis-
tente, proponer un protocolo de tratamiento de la SRCAA.

CASOS CLiNICOS

Se presentan tres casos de SRCAA tratados en nuestro
centro entre 1989 y 2003. Los tres enfermos, remitidos de
otros centros, presentaban deformidad tipica de cabeza en
flexién lateral y rotacién contralateral; se efectué un estudio
mediante TAC (en el tercer caso tridimensional), y resonan-
cia magnética nuclear (RMN) en los dos primeros, estable-
ciéndose el diagnéstico de SRCAA. Fueron clasificados uti-
lizando la clasificacion de Fielding efectuada segun el
desplazamiento sagital del atlas’: tipo I, no desplazamiento;
tipo II, desplazamiento anterior de 3-5 mm; tipo III, mas de
5 mm y tipo IV, desplazamiento posterior. Todos los pa-
cientes fueron tratados mediante traccién halo-gravedad
progresiva en cama y silla de ruedas hasta alcanzar aproxi-
madamente un cuarto del peso corporal, durante un total de
3 semanas, durante las cuales se realizé una TAC de control
y se testo clinicamente la movilidad cervical.

Caso 1

Paciente varén de 9 afios con torticolis asociada a
fractura de clavicula por una caida en gimnasia. Tratado

en su ciudad de origen mediante vendaje en 8 para la frac-
tura de clavicula, y relajantes musculares y fisioterapia,
fue remitido a nuestro centro a las 15 semanas por persis-
tencia de la sintomatologia (fig. 1). Las radiografias eran
poco demostrativas, por lo que se practicaron estudios me-
diante TAC y RMN diagnosticindose de SRCAA tipo %,
con una divergencia C1-C2 de 42° (fig. 2); se instaurd
traccion halo-gravedad progresiva hasta un peso de 7 kg,
en que se detuvo por aparicién de disartria (17 dias de
traccion), con una movilidad rotacional levemente dismi-
nuida, la TAC de control mostré una divergencia residual
de 11°, por lo que para evitar la recidiva se efectu un ar-
trodesis posterior C1-C2 in situ con injerto de cresta iliaca
(fig. 3), manteniendo la traccion durante la intervencion e
inmovilizdndose con halo-yeso 3 meses. Una vez retirada
la traccidn, la disartria remitié espontdneamente. Quince
afios después, el paciente presenta una movilidad cervical
practicamente normal, con una limitacién de la rotacion
izquierda de 10°.

Figura 1. Aspecto clinico de la deformidad del primer caso.
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Caso 2

Niflo de 7 afios de edad con historia de torticolis fija de
17 semanas de evolucidn a raiz de una infeccion respirato-
ria superior; antes de ser remitido, fue tratado mediante an-
tiinflamatorios no esteroideos (AINE), ortesis cervical tipo
Schanz y traccidn eldstica seguida de ortesis cervical sin re-
sultado positivo. Mediante TAC se diagnosticé de SRCAA
ipo I con una divergencia de 25° (fig. 4) y se inici6 un tra-
) i tamiento con traccién hasta llegar a 8 kg, a las 3 semanas

Figura 2. Imagen de la tomografia axial computarizada (TAC) del pa-

ciente n.° 1 que muestra el método de medicion, con una divergencia presentd unas rotaciones simétricas y la TAC (fig. 5) mos-
atlanto-axial de 42°. tré una reduccién completa, por lo que se inmovilizé me-
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Figura 3. Tomografia axial computarizada posoperatorio del primer paciente, donde se comprueba la buena masa de artrodesis y la divergencia re-
sidual de 11°.

Figura 5. Reconstruccion de la tomografia axial computarizada de

Figura 4. Tomografia axial computarizada donde se puede apreciar la control 3 semanas después, donde se aprecia la simetria entre la apdfi-
deformidad rotacional del complejo C1-C2 en el segundo paciente con sis odontoides y las masas laterales del atlas con correccion completa
angulacion de 25°. de la rotacion.
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Figura 6. A: tomografia axial computarizada convencional en la que se puede apreciar la rotacion de 32° entre C1-C2 en el paciente n.? 3. B: la re-
construccion tridimensional nos muestra la deformidad tipica de rotacion y pinzamiento C1-C2.

diante halo-yeso que se mantuvo 6 semanas, continudndose
el tratamiento 6 semanas mds con ortesis cervical blanda.
Ocho afios después, la funcién es normal, no presentando
secuelas.

Caso 3

Mujer de 16 afios con historia por torticolis fija apareci-
da tras cirugia tiroidea; tratada mediante AINE y ortesis
cervical blanda, no mejora por lo que a las 10 semanas es
enviada a nuestro centro. El diagnéstico, SRCAA tipo I de
Fielding, se obtuvo mediante TAC (fig. 6A) con reconstruc-
cién tridimensional (fig. 6B) utilizandose el mismo protoco-
lo de tratamiento que en los otros pacientes, llegando a 14 kg;
a las 3 semanas la movilidad era simétrica y la TAC con-
firmo la reduccién completa de la divergencia rotacional
(fig. 7), inmovilizandose con halo-yeso 6 semanas y ortesis
cervical blanda otras 6 semanas. Dos afios después, la fun-
cién es completamente normal, no habiendo presentado epi-
sodios de cervicalgia ni torticolis.

DISCUSION

La SRCAA es una patologia tipica del nifio por las ca-
racteristicas anatémicas de la articulacion atlanto-axial en la
infancia, bien descritas por Kawabe et al®: existencia de
pliegues sinoviales ricos en vascularizacién en las articula-
ciones laterales que van desapareciendo con la edad, mayor
inclinacién y convexidad de facetas de C2 e hipermovilidad
C1-C2'. La secuencia posible de establecimiento de la SR-
CAA seria: inflamacidn sinovial o ruptura de capsula articu-
lar, desplazamiento rotacional, espasmo muscular que fija la
posicién rotacional, interposicion de sinovial hipertréfica o
de cdpsula rota y finalmente establecimiento de la irreducti-
bilidad con fibrosis local y espasmo muscular definitivo®®.

olume Al

Figura 7. Imagen de tomografia axial computarizada correspondiente
a la tercera paciente, que muestra la correcta reduccion tras tres se-
manas de traccion.

La subluxacidn rotatoria atlanto-axial es una de las
causas mds frecuentes de torticolis en el nifio y puede ser
debida a traumatismos de variable entidad®, infeccidn res-
piratoria superior!, cirugias en cabeza y cuello®, artritis
inflamatorias'?, etc., habiéndose descrito también varios ca-
sos asociados a fractura de clavicula''; clinicamente el pa-
ciente presenta un cuello rigido con inclinacién compensa-
dora del tronco, que paulatinamente va progresando a la
clinica definitiva: cabeza inclinada hacia un lado y rotada
contralateralmente, con gran espasmo del esternocleidomas-
toideo ipsilateral a la rotacion cefdlica (fig. 1) en un intento
de corregir la deformidad, gran rigidez cervical e incapaci-
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dad de rotacion. Una vez diagnosticada en sus estadios ini-
ciales, suele responder a tratamientos conservadores como
ortesis cervicales asociadas a AINE, traccion seguida de or-
tesis, fisioterapia, etc.’; en los casos no diagnosticados o tra-
tados insuficientemente puede cronificarse, estableciéndose
la SRCAA rigida, también conocida como fijacién rotatoria
crénica atlanto-axial>%8,

Fielding clasificé la SRCAA en 4 tipos, segin el des-
plazamiento sagital del atlas’, en el tipo I el ligamento trans-
verso estaba intacto y en los otros tres podria existir ruptura
e inestabilidad potencial; esta clasificacion se disefié antes
de la aparicion de la TAC, en funcidn de las radiografias la-
terales y de las cinerradiografias, por lo que Waegeneers ha
hecho un nuevo intento de clasificacién por medio de
TAC", compleja y de dificil manejo, ya que define 5 tipos y
24 subtipos diferentes, pero que cuestiona la validez del tipo
IV, ya que no parece existir ruptura del ligamento transver-
s0, por lo que podria encuadrarse en variante del tipo 1.

El diagnéstico radioldgico es dificil, ya que la deformi-
dad y el dolor impiden obtener buenas proyecciones, asi en
la radiografia anteroposterior simple se superpone la cabe-
za, y en la lateral se puede observar una falta de paralelismo
entre el crdneo y la columna; la radiografia transoral de
odontoides puede ser de gran valor, mostrando una asime-
tria entre el diente del axis y las masas laterales del atlas
con posible pinzamiento de las facetas®. Se ha sugerido la
utilizacién de la TAC dindmica, con rotacién a izquierda y
derecha de la cabeza, pero en situaciéon de SRCAA la movi-
lizacién es dolorosa, por lo que dificilmente se obtendra la
cooperacion del paciente, pudiendo llevar a confusién en el
diagnéstico’. En una torticolis aguda no parece estar indi-
cado el estudio con TAC'*!5, pero en casos persistentes con
sospecha de SRCAA es muy util para confirmar el diagnds-
tico, ya que mostrard la divergencia rotacional C1-C2 que
se puede cuantificar midiendo la angulacion existente entre
las lineas que unen las apofisis transversas del atlas y del
axis (fig. 2)'°. En la TAC tridimensional se puede apreciar
la deformidad rotacional con el desplazamiento completo de
las facetas articulares, la situacion asimétrica de la odontoi-
des en el arco anterior del atlas —que asimismo puede
orientar sobre la integridad del ligamento transverso— y el
desplazamiento de la espinosa de C2* La RMN es un buen
complemento, ya que puede informar de interposicién de
partes blandas’, asi como de la posible lesién del ligamento
transverso'’, por lo que en caso de duda puede indicar la ne-
cesidad de estabilizacion quirdrgica. En nuestra serie, ante
una sospecha de SRCAA, se utilizé la TAC simple como
método diagnéstico (fig. 2 y 4A), completindose en el ter-
cer caso con reconstruccion tridimensional (fig. 4B) en la
cual fueron muy evidentes las alteraciones torsionales del
complejo atlantoaxial.

Debido a la cortedad de las series publicadas, no existe
unanimidad en cuanto al tratamiento, asi, Scapinelli* efec-
tud una reduccién bajo anestesia general e inmovilizacion

con yeso tipo Minerva durante tres meses; Phillips'® hizo
una propuesta de tratamiento, en la que las subluxaciones de
mds de un mes de evolucién serian tratadas mediante trac-
cion, preferentemente halo y fijacidon, si no existe mejoria o
hay redesplazamiento. Loder y Hensinger® postulan artrode-
sis C1-C2 en los casos de mds de tres meses de evolucién o
si existe ruptura del ligamento transverso. Fielding®, en la
SRCAA recomienda la traccién seguida de artrodesis in situ,
aunque la correccion de la deformidad sea incompleta. Subach
et al® sugieren la utilizacién de traccién seguida de in-movili-
zacion durante 3 semanas, aunque en un caso de SRCAA
practicaron una reduccion abierta y artrodesis posterior;
Park et al'® aportan un caso en el que practicaron traccién
craneal 6 semanas e inmovilizacién durante 6 meses. Go-
vender y Kumar’ presentaron 7 casos de SRCAA en los que
al no conseguir reduccién tras traccion craneal durante 11
dias, practicaron artrodesis posterior in situ previa exéresis
de tejido fibroso interpuesto entre las articulaciones atlanto-
axiales y atlanto-odontoidea efectuado por via transoral;
Crockard et al'®, en dos casos, efectuaron reduccion abierta
por via lateral, encontrando incluso unién dsea. La utiliza-
cién de traccién craneal goza de gran aceptacion'’ y es utili-
zada por la mayoria de los autores*7*!317_ pero no existe
unanimidad en el tipo de traccion: blanda o esquelética, con
halo o compds, y tampoco en la cantidad de peso que se uti-
liza, aunque Fielding arbitrariamente sugiere un limite de
traccion de 6,8 kg en nifios®, ni de la sistematica de trac-
cion. El tratamiento posterior tampoco estd bien definido;
asi, si se ha llegado a reduccién, algunos autores proponen
inmovilizacién con ortesis cervical, aunque en los casos de
SRCAA parece existir una decantacién hacia la artrode-
sis>*>13, En nuestra casuistica se ha seguido siempre una es-
trategia definida: traccion halo-gravedad progresiva tipo
Stagnara?! hasta alcanzar un cuarto del peso corporal, si-
guiendo los principios manejados en el tratamiento de la es-
coliosis? y manteniendo la traccién durante tres semanas,
ya que consideramos que la traccién con halo da mayor
control y es mds confortable que el compas, permitiendo
completar inmovilizacidn con chaleco y yeso, y que tres se-
manas son suficientes para la reduccioén progresiva, que es
favorecida por el aumento gradual de peso. En el primer ca-
so, hubo que detener la traccién por aparicion de disartria,
posiblemente debida a la excesiva traccion del nervio hipo-
gloso® que se corrigié espontdneamente; una vez compro-
bada le reduccién mediante TAC. En 2 casos el tratamiento
se continué mediante inmovilizacién halo-yeso (que es mu-
cho mads fiable que el halo-chaleco y es bien tolerado por el
nifio) durante 6 semanas y ortesis cervical blanda 6 semanas
mas sin recidiva de la SRCAA. La fijacién posterior me-
diante artrodesis que, como se ha visto mds arriba, es pro-
puesta por varios autores como tratamiento de eleccion, en
nuestros casos solamente se considerd en el que hubo una
reduccién incompleta, al igual que proponen Arlet et al*;
la técnica utilizada, artrodesis in situ con traccidn intraope-
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ratoria mantenida utilizando injerto autélogo extraido de
cresta ilfaca e inmovilizacién con halo-yeso, parece sufi-
ciente, ya que al gran poder osteogénico especifico del nifio
a 'y la buena tolerancia a la inmovilizacién hay que afiadir la
tendencia a la fusién espontanea tras la diseccion subperis-
tica®, por lo que parece innecesario la utilizacién de alam-
bres sublaminares o cualquier otro tipo de osteosintesis.

En conclusion, la SRCAA es una patologia rara, secun-
daria a un cuadro de torticolis de cualquier etiologia, por lo
que la primera cuestion es evitar que se establezca mediante
los tratamientos oportunos tipo ortesis cervical, AINE, trac-
cién blanda, fisioterapia etc.; en los casos en que se presen-
ta, el tratamiento debe ser inmediato, para lo cual nosotros
proponemos el siguiente protocolo:

1. Traccién mediante halo-gravedad durante 3 semanas
hasta alcanzar, si es preciso o posible, un cuarto del peso
corporal.

2. Si la reduccidén es completa (demostrada por TAC),
inmovilizacién con halo-chaleco o halo-yeso durante 6 se-
manas seguido de 6 semanas mds con collarin blando.

3. Si la reduccion es incompleta y queda divergencia re-
sidual atlanto-axial, artrodesis posterior C1-C2 in situ segui-
da de inmovilizacién similar a la antedicha.
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