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PRESENTACION DE CASO

Osificacion del ligamento estilohioideo como causa de
dolor neuropético grave: enfoque del cirujano
de cabeza y cuello

Ossification of the stylohyoid ligament as cause of severe neuropathic pain:
approach by the head and neck surgeon
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Resumen

Introduccién. La osificacién de la cadena estilohioidea es una entidad poco frecuente que se caracteriza por dolor
neuropatico importante en la region facial y la cervical, secundario a la compresién mecénica de las estructuras
vasculares y nerviosas del cuello. Tradicionalmente, se trata de una enfermedad de manejo por el otorrinolarin-
gblogo, aunque en algunos casos es necesaria la intervenciéon del cirujano de cabeza y cuello. Es por ello que, en
el presente articulo, se presenta un reporte de caso y se hace una revision de la literatura cientifica.

Caso clinico. Se presenta el caso de una paciente de 65 anos de edad que consultd por dolor cervical y facial serio,
secundario a la osificacion del complejo estilohioideo, con necesidad de manejo quirtirgico. Por medio de una
cervicotomia, se extrajo la pieza osificada, sin complicaciones perioperatorias y resultados favorables.
Discusion. La osificacién del complejo estilohioideo es una situaciéon poco frecuente, con un cuadro clinico ines-
pecifico y mecanismos fisiopatologicos desconocidos, que puede llevar a circunstancias potencialmente mortales.
Para llegar a su diagnostico, se debe tener un alto grado de sospecha y se confirma con una tomografia de cuello
con reconstruccion tridimensional. Su tratamiento es quirtirgico, aunque también se ha descrito el manejo médico.
En la literatura médica, no existen estudios que comparen los métodos diagndsticos y terapéuticos para esta
entidad, por lo cual, hasta el dia de hoy, existen grandes controversias al respecto. Esto hace necesario que se
lleven a cabo nuevas investigaciones en este campo.
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Abstract

Introduction: Stylohyoid chain ossification is a rare entity characterized by severe neuropathic pain in the facial
region secondary to mechanical compression of neurovascular structures of the neck. Traditionally it is a patho-
logy that requires otorhinolaryngological management, although in some cases the intervention of the head and
neck surgeon is necessary. That is why in this article we present the management of a patient with this pathology.
Clinical case: Our case is a 65-year-old woman who consulted for severe neck and facial pain secondary to the
ossification of the stylohyoid complex and the requirement for surgical management. By means of cervicotomy
the ossified piece is extracted, without any perioperative complication and favorable results.

Discussion: Stylohyoid chain ossification is a rare pathology, with a nonspecific clinical picture which can lead to
potentially fatal circumstances. To reach the diagnosis, the surgeon is required to have a high degree of suspicion
and confirmation with a neck CT scan with 3D reconstruction. The treatment for this entity is usually surgical,
although medical management has also been described.

There are no studies reported in the medical literature comparing the diagnostic and therapeutic methods for
this entity, so that until today, major controversies in this regard still remains. It becomes necessary new research

in this field.

Key words: Eagle syndrome; hyoid bone; ossification of ligament; facial pain; neck pain; surgery.

Introduccién
La osificacién de la cadena estilohioidea es una
entidad poco frecuente que se caracteriza por un
dolor neuropético importante en la region facial
y la cervical, secundario a la compresiéon meca-
nica de las estructuras vasculares y nerviosas del
cuello. Tradicionalmente, se trata de una entidad
de manejo por el otorrinolaring6logo, aunque, en
algunos casos, se hace necesaria la intervencion
del cirujano de cabeza y cuello; por ello, es de
caracter imperativo que el médico general y el
cirujano general conozcan esta entidad para po-
der diagnosticarla y darle un manejo integral ™.
Por lo anterior, en el presente articulo se pre-
senta nuestra experiencia en el manejo de esta
entidad y se hace una revision critica de la lite-
ratura cientifica.

Caso clinico
Se trata de una paciente de sexo femenino de
65 afios de edad, con dolor de tipo punzada de
intensidad moderada a seria en la hemicara y
en el hemicuello izquierdos, de seis meses de
evolucién, asociado con disfagia y odinofagia.
Fue valorada de manera ambulatoria por el
Servicio de Otorrinolaringologia, donde conside-
raron que la paciente cursaba con un sindrome

de Eagle por los hallazgos clinicos y tomografi-
cos, por lo cual fue sometida a una reseccion de la
apofisis estiloides izquierda, sin que se obtuviera
mejoria de la sintomatologia.

Ante dicha situacidn, descartaron la elon-
gacion de la apofisis estiloides izquierda como
agente causal del dolor y decidieron solicitar
valoracion por el Servicio de Cirugia de Cabeza
y Cuello.

Como antecedentes relevantes refirié amig-
dalectomia palatina bilateral.

En el examen fisico se encontro: frecuencia
cardiaca de 83 latidos por minuto, tensién ar-
terial de 124/78 mm Hg, frecuencia respiratoria
de 17 por minuto y temperatura de 36,5 °C. El
cuello era moévil y doloroso a la palpacién en
la regién submandibular izquierda, en donde
se palpaba una masa dura de 2 x 2 cm, fijay
adherida a los planos profundos; no hubo otros
hallazgos relevantes.

En una nueva tomografia computadorizada
de cuello con reconstruccién tridimensional, se
observo una apofisis accesoria en el lado izquier-
do del hioides, asi como elongacién de la ap6fisis
estiloides derecha y ausencia posquirtrgica de la
izquierda. Sin embargo, existia la posibilidad de
que el asta accesoria del hioides correspondiera a
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la osificacion caudal del ligamento estilohioideo
(figura 1).

Dada la evolucién clinica y la persistencia de
la sintomatologia, se decidi6 intervenirla quirar-
gicamente para resecar el ligamento estilohioi-
deo osificado.

Mediante una cervicotomia transversa sub-
mandibular izquierda, con diseccién del mus-
culo platisma y de la aponeurosis superficial,
se accedi6 al hioides (figura 2). Al desinsertar el
tenddn del muasculo digastrico, se evidencid una
estructura alargada calcificada unida al hioides,
por lo que se consider6 una duplicacion del asta
lateral izquierda frente a una calcificacion del
ligamento estilohioideo. Se procedié a sujetar
dicha estructura con una pinza gubia y resecarla
por completo (figura 3). Finalmente, se continu6
con el cierre por planos de los musculos y la piel.

El tiempo quirtrgico fue de 30 minutos, hubo
minimo sangrado y no se presentaron complica-
ciones perioperatorias. En el posoperatorio, la
paciente presentd mejoria significativa del dolor

Figura 1. Tomografia computarizada de cuello con recons-
truccion tridimensional en donde se observa la osificacion
del complejo estilohioideo.

Osificacion de ligamento estilohioideo

y toler¢ la via oral; se le dio de alta al segundo dia
del procedimiento.

Discusion

En 1937, Watt W. Eagle describié por primera
vez la calcificacién del complejo estilohioideo,
con una elongacion de la apdfisis estiloides del
temporal como agente causante de dolor cérvico-
facial grave 3.

Figura 2. Cervicotomia en donde se observa la osificacion
del complejo estilohioideo a extraer.

Figura 3. Pieza osificada extraida
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La cadena estilohioidea esta compuesta por
tres estructuras: la ap6fisis estiloides del tempo-
ral, el hueso hioides y el ligamento estilohioi-
deo 5. Una apdfisis estiloides con una longitud
superior a 30 mm, tiene una gran probabilidad
de causar sintomatologia, sobre todo, cuando se
asocia con calcificacién caudal del ligamento es-
tilohioideo, como en el presente caso *7.

Segun los diferentes informes publicados,
la osificacion de la cadena estilohioidea tiene
una incidencia que varia entre 0,16 y 18 %; sin
embargo, tan solo 4 a 10 % de estos pacientes
presentan sintomatologia 3. Esta condicién es
mas frecuente en mujeres y, usualmente, se diag-
nostica después de los 30 anos *+%7. No obstante,
existen reportes como el de Garriz-Luis, et al.,
de 2017 %, de pacientes menores de 10 afios que
inicialmente empezaron a presentar dolor facial
grave, secundario a un sindrome estilohioideo.

Los mecanismos fisiopatolégicos atin no estan
bien dilucidados y la etiologia se desconoce. Sin
embargo, se han planteado teorias que proponen
como agentes causales de la entidad a la orga-
nogénesis inadecuada, la herencia, el trauma, la
menopausia, el envejecimiento o la degeneracién
del tejido, "+, Por sus caracteristicas tisulares,
el ligamento estilohioideo tiene una mayor pro-
babilidad de presentar osificacidn, la cual se ha
relacionado con la manipulacién quirtrgica pre-
via del cuello, como en el presente caso .

Aunque es poco frecuente, este tipo de alte-
raciones anatémicas se ha asociado con la muer-
te stibita '. En la gran mayoria de los casos, los
pacientes son asintomaticos, aunque, en ciertas
circunstancias, se puede presentar una amplia
gama de sintomas, que varian segun las estruc-
turas anatdmicas comprometidas 2 El sintoma
cardinal en esta entidad es la denominada ‘esti-
lalgia’, la cual consiste en dolor facial y cervical
unilateral, disfagia y disfonia, como en el pre-
sente caso.

También, puede presentarse afectacion de los
nervios trigémino, glosofaringeo, facial y vago,
asi como compresioén de las arterias carétidas,
que lleva a odinofagia, cefalea, dolor de hombro,
mareo, acifenos, sensacién de cuerpo extrafio o
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masa, déficit neurolégico o alteracion del estado
de conciencia 7.

Algunos autores aseguran que este tipo de
malformaciones puede provocar que el paciente
acuda al servicio de urgencias, como lo reporta-
ron Smoot, et al., en un paciente que present6 un
cuadro clinico de diseccién carotidea y compro-
miso neuroldgico secundario a una osificacién
del complejo estilohioideo 3.

El hallazgo patognomonico de esta entidad
es una apofisis estiloides palpable a nivel de los
pilares palatinos; sin embargo, esta exploracién
se hace con poca frecuencia durante el examen
fisico >. En la mayoria de los casos, el diagnostico
se hace con ayuda de estudios imagenoldgicos
(radiografia simple, tomografia computadoriza-
da de cuello y resonancia magnética) o durante
las necropsias. La tomografia computadorizada
de cuello con reconstruccién tridimensional es
el estudio de eleccion para llegar al diagndstico,
como en el presente caso >9".

Existen pocas publicaciones sobre este temay
no sabemos de ninguna guia para el diagndstico
o el tratamiento de esta entidad. Aunque se ha
descrito el manejo médico con calor, medica-
mentos antiinflamatorios y analgésicos, el trata-
miento de esta entidad es quirtrgico y consiste
en la reseccién del componente osificado, con el
objetivo de descomprimir las estructuras vascu-
lares y nerviosas del cuello .

El abordaje para la reseccién puede ser a
través de la cavidad oral o extraoral, como en el
presente caso que se hizo por medio de una cervi-
cotomia. Algunos autores argumentan que debe
preferirse el abordaje por cervicotomia, pues per-
mite una mejor visualizacién de las estructuras
del cuello, a pesar de relacionarse con tiempos
quirdrgicos mas prolongados y peores resultados
estéticos ; sin embargo, no existen estudios en
los que se comparen estos dos tipos de abordaje.

Consideramos que para el sindrome de Eagle,
el abordaje ideal es el transoral, pues el acceso a
las apofisis estiloides alargadas es facil a través de
la musculatura faringea; no obstante, cuando se
trata de osificacion del ligamento estilohioideo
en su tercio distal, como en el presente caso, de-
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beria preferirse la cervicotomia, con una incisién
no mayor de 3 cm.

Conclusién

La osificacién del complejo estilohioideo es una
condicién poco frecuente, con manifestaciones
clinicas muy inespecificas, mecanismos fisiopa-
tologicos desconocidos y de dificil manejo, con
consecuencias potencialmente mortales. Por esta
razén, debe haber un alto grado de sospecha por
parte del cirujano para llegar al diagnostico.

No existen en la literatura médica estudios en
los que se comparen los métodos diagnodsticos o
terapéuticos para esta entidad, por lo cual, hasta
el dia de hoy, existen grandes controversias al res-
pecto. Es necesario que se lleven a cabo nuevas
investigaciones en este campo.
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