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PALABRAS CLAVE Resumen

Duplicacién de tubo Introduccién: Los quistes de duplicacion intestinal son anormalidades poco frecuentes que se
digestivo; presentan principalmente en el periodo perinatal, y pueden causar problemas respiratorios
Quiste lingual y para la alimentacion. Los quistes sublinguales de duplicacion intestinal pueden presentar

solo epitelio del aparato digestivo, del respiratorio o de ambos. En los dos Ultimos casos se
denominan coristomas.

Caso clinico: Se describe un caso de un paciente de 10 meses de edad que presentd una masa
quistica sublingual desde el nacimiento. Se realizd la reseccion total con abordaje transoral y
la reconstruccion de la lengua en planos. La pieza quirlrgica resultd una estructura quistica
de contenido mucoide, de 23 x 17 x 11 mm y color marron. El revestimiento del quiste estaba
formado por mucosa gastrica, con epitelio foveolar y glandulas formadas por células parietales
y principales.

Conclusiones: El quiste de duplicacion intestinal es una entidad extremadamente rara. El
abordaje quirlrgico es eficaz y curativo con minima morbilidad y mortalidad, sin recurrencia en
su seguimiento.
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Lingual cyst Abstract

Background: Intestinal duplication cysts are rare abnormalities that occur primarily during the
perinatal period and may cause problems for feeding and/or breathing. Sublingual intestinal
duplication cysts can present either gastrointestinal epithelium or respiratory or both; the
latter two cases are called choristomas.

Case report: We describe a 10-month-old infant who presented a sublingual cystic mass at birth.
Total successful transoral resection and reconstruction of the tongue was performed in planes.
The surgical specimen was a brown cystic structure of mucoid content with dimensions of
23 x 17 x 11 mm. The cyst lining consists of gastric mucosa with foveolar epithelium and glands
composed of parietal and chief cells.

Conclusions: The intestinal duplication cyst is an extremely rare entity. The surgical approach is
effective and curative with minimal morbidity and mortality and without recurrence in
follow-up.
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1. Introduccion

Los quistes de duplicacion entérica se encuentran principal-
mente en el intestino delgado'. Su frecuencia de presenta-
cion en la lengua anterior ocurre solamente en el 0.3% de
los casos?. Son entidades desafiantes para el pediatra y el
cirujano, ya que la mayoria de las lesiones se encuentran en
la parte ventral de la lengua anterior, y extendidas hasta el
suelo de la boca.

Se pueden detectar antes o después del nacimiento?.
Algunos casos cursan asintomaticos*; otros presentan difi-
cultad respiratoria y requieren una intervencion quirurgica
de emergencia®. Por ello, es necesario realizar el diagnos-
tico durante el examen prenatal, lo que permite la prepa-
racion del personal y el equipo necesario para el manejo
adecuado de estos recién nacidos durante el parto. Debido
a la posibilidad de obstruccion de las vias respiratorias en
el parto, la preparacion para la traqueotomia inmediata es
muy importante cuando la intubacion oral es imposible® o
cuando se requiere una cirugia intraparto ex utero’ (EXIT).

Algunos pacientes no presentan dificultad respiratoria a pe-
sar del tamano de la masa en lengua anterior, cuando el dia-
metro oscila entre 1.05 a 2.04 cm?. Otros quistes llegan a medir
hasta 6.5 cm de diametro y, por su tamaio, se consideran
gigantes. Pueden causar dificultades en la alimentacion y la
obstruccion parcial de las vias respiratorias durante el suefio®.

El caso que se reporta presentd muchos aspectos del diag-
nostico y el tratamiento quirurgico de la lesion inusual. Tam-
bién se realizd la revision de la literatura del diagnéstico
diferencial y los hallazgos histopatologicos.

2. Caso clinico

Lactante masculino con los siguientes antecedentes: pro-
ducto del primer embarazo, madre de 21 anos de edad. Por
alteraciones del ritmo cardiaco del producto se programé
cesarea a las 30 semanas de gestacion. Al nacimiento lloré
y respiro, Apgar de 6-7, peso de 1,470 g y talla de 41 cm.

Permanecio internado por un mes. Egresé con un peso de
1,940 g y talla de 46 cm. Fue alimentado al seno materno.

En su primera revision, al mes de vida, pes6 2,100 g y su
talla fue de 46 cm. Se encontré inflamacion quistica que
ocupaba el lado izquierdo de la lengua, aproximadamente
de 2 cm de diametro, de consistencia dura, no dolorosa. Asi
mismo, presentd hidrocele derecho y hernia inguinal bila-
teral. Se sugiri6 realizar cirugia del quiste lingual, pero los
familiares decidieron esperar.

A los 4 meses de edad se realizd hernioplastia inguinal
bilateral en otra institucion.

Desde los 6 meses de edad mostro dificultad para la acep-
tacion de biberon y llanto frecuente.

Regreso a los 9 meses de edad, con peso de 8 kg y talla
de 68 cm. El tumor habia aumentado aproximadamente a
2.3 cm de diametro.

A los 10 meses de edad, y bajo anestesia general con
intubacion orotraqueal, se llevo a cabo la reseccion total
del quiste (fig. 1). Su forma era ovoide, irregular y con un

Figura 1 Diseccion intraoperatoria que muestra una masa
quistica bien definida de forma ovoide, irregular y con un
diametro de 2.3 cm en el piso de la boca.
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diametro de 2.3 cm. Se efectud la reconstruccion de la
lengua en planos, con material reabsorbible. El resultado
fue bastante satisfactorio y con sangrado minimo (menor
de 5 cc).

La evolucion postoperatoria fue excelente. A partir del
siguiente dia se inici6 tolerancia oral, primero con solucion
glucosada y posteriormente con formula lactea. Se dio de
alta a las 28 horas de su intervencion.

La pieza quirurgica fue una estructura de quistica de
2.3 x 1.7 x 1.1 cm, de superficie irregular y color marron.
En los cortes seriados se observo una cavidad de 0.8 cm,
de paredes de 0.3 cm de espesor. El revestimiento epitelial
estuvo formado por mucosa gastrica con epitelio foveolar
y glandulas revestidas por células parietales y principales.
El estroma circundante mostré algunos linfocitos maduros.
Este epitelio alterné con epitelio simple escamoso estrati-
ficado maduro y glandulas mucoserosas. La pared estuvo
formada por musculo liso circular y longitudinal. El reporte
histopatologico fue duplicacion quistica del intestino ante-
rior (fig. 2).

El paciente fue examinado una semana después. La suc-
cion y deglucion fueron adecuadas y sin dolor. El aspecto
estético de la intervencién fue muy satisfactorio. En la ac-
tualidad tiene 13 meses de edad, y su crecimiento y desarro-
llo son adecuados para la edad.

3. Discusion

Ante un recién nacido con presencia de una masa en los dos
tercios anteriores de la lengua deben tomarse en considera-
cion varios posibles diagnosticos diferenciales, como ranula,
linfangioma, hemangioma, quiste dermoide, quiste epider-
moide, quiste de retencion, neurofibroma, teratoma, quiste
ductal tirogloso, mucocele, quiste linfoepitelial, higromas
quisticos o coristoma lingual'®™. El coristoma, a diferencia
de las duplicaciones del intestino anterior, esta revestido
por epitelio propio del aparato digestivo y respiratorio,
como los casos que reportaron Burkat y colaboradores™. Los
quistes linguales se pueden presentar a lo largo de todo el
aparato digestivo, desde el esofago hasta el colon', y en
otros organos, como la vesicula biliar, pancreas, pulmones,
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Figura 2 Pared de quiste donde se observa mucosa gastrica
con glandulas revestidas por células parietales y principales
(HE, 10x).

laringe y vejiga"”. Los quistes de duplicacion entérica son
raros en la lengua, y su luz puede comunicar raramente con
la luz del aparato digestivo. Frecuentemente existen como
quistes separados o lesiones tubulares que semejan un seg-
mento del intestino normal.

Se han descrito los criterios diagndsticos para los quistes
de duplicacion entérica, que incluyen la presencia de una
cubierta de musculo liso, el quiste afadido a una parte del
aparato digestivo y la presencia de un revestimiento de la
mucosa del aparato digestivo, que es una variedad gastri-
ca®®. Esta mucosa gastrica heterotopica se puede ulcerar en
algunos casos y en otros, se encuentra mas de un tipo de
mucosa, como en este caso.

Estos quistes son un grupo heterogéneo de lesiones que
comparten algunos hallazgos morfolégicos, quizas con dife-
rente patogénesis?. Se cree que estos quistes surgen de las
células endodérmicas que quedan atrapadas durante la fu-
sion de la protuberancia lingual lateral (de la yema lingual
distal) y el tuberculum impar lateral (yema lingual media)
en un embrion de 3.4 mm?%", Son células que derivan del
estomodeo? o invaginacion ectodérmica del embrion, de
donde se forman la boca y la faringe. Estas células pluripo-
tenciales pueden diferenciarse en varios tipos de epitelio,
incluyendo gastrico, intestinal, coldnico, o incluso respira-
torio?'.

El abordaje de estudio en nifios con una masa lingual in-
cluye ultrasonido, tomografia computada y resonancia mag-
nética nuclear?.

El tratamiento consiste en la reseccion quirtrgica comple-
ta*. En la literatura solamente se refiere un reporte de re-
currencia donde se habia realizado la reseccion incompleta
del quiste.

En los diagndsticos diferenciales de una masa quistica
lingual en todo nifo debe considerarse al quiste de du-
plicacion de intestino anterior y su abordaje quirurgico
temprano es muy importante para evitar en el futuro alte-
raciones para su alimentacion, lo que ocasionaria falta de
incremento de peso y talla ademas de posibles trastornos
respiratorios.
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