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Quilotorax bilateral y ascitis quilosa como
consecuencia de la rotura espontanea de un

linfangioma retroperitoneal

Check for
updates

Bilateral chylothorax and chylous ascites resulting from the
spontaneous rupture of a retroperitoneal lymphangioma

La lesién del sistema linfatico, ya sea por obstruccién o por
disrupcién traumatica, da lugar a una fuga de linfa que puede
acumularse dentro de las cavidades tanto toracica como
abdominal®. El quilotérax es la causa mds frecuente de
derrame pleural en neonatos, si bien en los adultos
representa solo el 3% de los casos de derrame pleural. La
ascitis quilosa es atin menos frecuente, con una incidencia
aproximada de 1 de cada 20.000 casos. La acumulacién
simultdnea de linfa en las cavidades serosas es muy rara,
suele asociarse con etiologias no traumaéticas® y puede
condicionar una deficiencia nutricional e inmunosupresién
graves que podrian derivar en situaciones potencialmente
mortales para el paciente®.

Presentamos el caso de un paciente de 38 afios sin ante-
cedentes personales de interés que empezd con un episodio de
disnea progresiva asociado a derrame pleural izquierdo
masivo compatible con quilotérax. Al principio, respondid a
tratamiento conservador con drenaje pleural, dieta absoluta y
nutricién parenteral total. El estudio de extensién para filiar su
origen incluyé una tomografia computarizada toracoabdomi-
nal que evidencié como hallazgo incidental una lesién en
segmento V hepatico. Se le practicé una segmentectomia
hepdtica reglada, con un resultado anatomopatolégico de

adenoma hepatico benigno. El postoperatorio inmediato
discurrié sin incidencias. Sin embargo, 7 dias después del
alta hospitalaria, el paciente reingresé por derrame pleural
bilateral de predominio izquierdo compatible con quilotérax
bilateral. Puesto que el débito a través del drenaje izquierdo
era >500 mL/dia y teniendo en cuenta las variaciones anaté-
micas del conducto tordcico descritas en la bibliografia®, se
realizé videotoracoscopia izquierda guiada por inmunofluo-
rescencia con infrarrojos y ligadura del conducto toracico, tras
la administracién de verde de indocianina como método de
localizacién. Tras la cirugia, el débito del hemitérax izquierdo
disminuyé considerablemente; sin embargo, aumentd el
derecho hasta mas de un litro al dia, por lo que se decidié
abordar con cirugia el lado derecho, esta vez por toracotomia
lateral baja: se localiz6 y ligd el conducto toracico a dicho nivel.
A raiz de esta udltima intervencién, los débitos por ambos
drenajes tordcicos cayeron de forma significativa (<100 mL/
dia). A pesar de ello, durante el segundo dia postoperatorio,
el paciente desarrollé distensién y dolor abdominal junto
con oligoanuria y alteracién de la funcién renal. La evalua-
cién ecografica abdominal evidencié abundante cantidad de
liquido libre que, tras puncién y drenaje, mostré de nuevo la
presencia de linfa.
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Figura 1 - Linfangiografia en fase precoz que muestra una
masa abdominal de 7 cm que se extiende desde los vasos
celiacos hasta los hilios renales rodeando la aorta
abdominal.

Figura 2 - Linfangiografia en fase tardia que muestra
extravasacion del medio de contraste hacia la cavidad
abdominal.

Una vez descartadas todas las etiologias médicas
secundarias posibles causantes de este cuadro, se realizé
una linfografia guiada por resonancia magnética que
mostrd la presencia de una masa abdominal de 11 cm de
didmetro craneocaudal, no visualizada en la tomografia
computarizada inicial, que se extendia desde los vasos
celiacos hasta los hilios renales rodeando la aorta abdo-
minal en fases tempranas (fig. 1) y con extravasacién del
medio de contraste hacia la cavidad abdominal en fases
tardias (fig. 2).

Se estableci6 entonces el juicio clinico-radiolégico de
quilotérax bilateral y ascitis quilosa como consecuencia de
la rotura espontanea de un linfangioma retroperitoneal.

Puesto que las opciones terapéuticas desde el punto de
vista quirdrgico eran limitadas y basados en contados casos
clinicos descritos en la bibliografia®, se inici6 tratamiento
inmunosupresor con sirélimus y se consiguié una disminu-
cién de los débitos, pero no lo suficiente como para considerar
la retirada de los drenajes y la resolucién del cuadro. Por ello,
también basados en bibliografia con baja evidencia cienti-
fica'?, se opt6 por la administracién coadyuvante de dosis
bajas de radioterapia (10 Gy, 1 Gy/dia) dirigidas a la masa
retroperitoneal. Tras esta actuacion, la evolucién del paciente
fue favorable: con retirada progresiva de los drenajes 5 dias
después de finalizar el tratamiento radioterapico. Tras el alta,
el paciente ha mantenido el tratamiento inmunosupresor de
manera intermitente y la dieta rica en triglicéridos de cadena
media, sin presentar nuevos episodios.

Las malformaciones linfaticas son anomalias benignas
raras que resultan del desarrollo embrionario defectuoso
de las estructuras linfaticas primarias y que, generalmente,
se presentan como dilataciones de los canales linfaticos, que
conforman miltiples quistes de tamafios variables®. Los
linfangiomas retroperitoneales suponen menos del 1% de
todos los linfangiomas, suelen ser asintomdticos y se dia-
gnostican de forma incidental®. La presentacién en forma de
quilotérax bilateral o de ascitis quilosa es extremadamente
rara; existen casos clinicos publicados de quilotérax’ o ascitis
quilosa® como manifestacién aislada de linfangiomas medias-
tinico-retroperitoneales. Sin embargo, la presentacién simul-
tdnea de ambas entidades en un linfangioma de localizacién
solo retroperitoneal no ha sido descrita antes. La linfografia
guiada por resonancia magnética tras la administracién
intraganglionar (ganglios inguinales bilaterales) de gadolinio
al 50% es la técnica mas adecuada para la visualizacién y
mapeo del sistema vascular linfatico. En todos los casos, la
decisién terapéutica debe ser individualizada y basada en
el tipo de malformacién, el tamarfio, la localizacién y los
sintomas asociados. Clasicamente, se ha considerado la cirugia
como el tratamiento de eleccién, pero la reseccién a menudo es
incompleta y se asocia con altos indices de recidiva. Por ese
motivo, recientemente, se han descrito opciones terapéuticas
menos invasivas como la escleroterapia, el tratamiento laser, la
radioterapia y el tratamiento farmacolégico™>*°,
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Isquemia gastrica masiva aguda de causa S

idiopatica
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Acute Massive Idiopathic Gastric Ischemia

El estémago es una de las visceras abdominales mas
vascularizadas del organismo. Por este motivo, la isquemia
gastrica se considera una enfermedad poco frecuente. Se
conocen algunas causas de isquemia gastrica relacionadas
con factores toxicos, mecanicos, lesiones vasculares o
infecciones. Sin embargo, a veces no hay ningin desencade-
nante claro. La isquemia gastrica masiva de causa idiopatica
es una entidad extremadamente infrecuente con muy pocos
casos descritos en la bibliografia médica®.

Presentamos el caso de una paciente con isquemia gastrica
masiva de causa idiopatica.

Una mujer de 61 afios con antecedentes médicos de
hipertensién y mastectomia con linfadenectomia axilar por un
carcinoma lobulillar de mama 3 afios antes acudi6 al servicio de
urgencias por dolor abdominal de 48 h de evolucién. Durante la
exploracién clinica, la paciente presenté hipotermia (34,7 °C),
presioén arterial de 96/50 mmHg, palidez, obnubilacién y taqui-
cardia (150 min). Se encontrd un signo de Blumberg apreciable
durante la exploracién abdominal. Los valores de los andlisis
clinicos mostraron 940 leucocitos/mm?> (88,3% de neutrdfilos), un
nivel de proteina C-reactiva de 48 mg/dl, un nivel de procalci-
tonina de 48 mg/dl y un pH venoso de 7,30. Después de la
evaluacién y la reanimacion iniciales, a la paciente se le realizé
una tomografia computarizada toracica y abdominal en que se
identificé derrame pleural bilateral, liquido intraabdominal libre
y edema de la mucosa en el antro pilérico y el cuerpo gastrico. La
gastroscopia revel6 mucosa isquémica en el cardias. Mediante
una laparotomia media se encontrd necrosis gastrica masiva
(fig. 1) y se realizé una gastrectomia total. Durante la interven-

cién, la paciente permanecié hemodinamicamente inestable y
necesité farmacos vasoactivos a dosis elevadas. Por estos
motivos, no se realizé anastomosis primaria y se crearon una
esofagostomia y una yeyunostomia para la alimentacién. La
exploracién anatomopatolégica revel6 necrosis extensa, con
compromiso transmural focal que provocé hemorragia subtotal
de la mucosa, grave congestion parietal e inflamacién necrosante
aguda que se extendié por toda la submucosa y alcanzd el
musculo y focalmente la subserosa y la serosa. Después de la
intervencién quirdrgica, la paciente ingresé en la unidad de
cuidados intensivos. Sin embargo, el shock séptico fue refractario
a las medidas aplicadas y la paciente fallecié 14 h después de la
operacién. La familia rechazé la autopsia.

Las causas mas frecuentes de isquemia géstrica son vélvulo,
hernia intratoracica del estomago y dilatacién gastrica masiva
por factores mecanicos, como obstruccién intestinal, estenosis
pilérica o atonicidad del estémago causada por anorexia
nerviosa y desequilibrio hidroelectrolitico’®. Ademads, se
notificaron causas infecciosas (gastritis necrosante), que
generalmente afectan a pacientes inmunocomprometidos
(diabetes, sida, neoplasia)®. La ingesta de toxinas, como algunos
causticos, también puede provocar necrosis en el estémago®.
En nuestro caso, la obstruccién mecanica y el compromiso
vascular se descartaron tras los hallazgos de la TC. Del mismo
modo, la ingesta de toxinas se descarté a través de una
meticulosa anamnesis. Tras el andlisis de la porcién, no pudo
afirmarse que el crecimiento bacteriano fuera la causa de la
enfermedad. Por estos motivos, la etiologia de esta isquemia
gastrica masiva se considerd de causa idiopatica.


http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0075
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0075
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0075
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0075
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0080
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0080
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0080
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0085
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0085
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0085
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0085
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0090
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0090
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0090
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0090
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0090
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0095
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0095
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0095
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0100
http://refhub.elsevier.com/S0009-739X(20)30003-8/sbref0100
mailto:mteresa.gomez.hernandez@gmail.com
https://doi.org/10.1016/j.ciresp.2019.12.006
http://crossmark.crossref.org/dialog/?doi=10.1016/j.ciresp.2019.12.006&domain=pdf

	Isquemia aguda de extremidad inferior tras lesión arterial secundaria a hernioplastia crural
	Bibliografía

	Porocarcinoma de localización mamaria, a™propósito de un caso
	Bibliografía

	Quilotórax bilateral y ascitis quilosa como consecuencia de la rotura espontánea de un linfangioma retroperitoneal
	Bibliografía

	Isquemia gástrica masiva aguda de causa idiopática
	Bibliografía


