CASO CLiNICO

Rev Méd Urug 2021; 37(4): 37416
doi: 10.29193/RMU.37.4.15

Quiste hidatico primario musculo-esquelético:
revision de la literatura a proposito de un caso

Primary hydatid cyst of skeletal muscle: a literature review based on a case
Cisto hidatico primario musculo esquelético: revisao da literatura a propdsito de um caso

Sofia Mansilla, Nicolas Muniz, Camila Haro, Andrés Pouy, Noelia Brito, Marcelo Viola

Resumen

Introduccion: la equinococosis quistica musculo-esque-
lética es poco frecuente, pudiendo determinar retrasos
diagnosticos y errores terapéuticos.

Reporte de caso: presentamos el caso de un paciente con
un quiste hidatico primario tnico a nivel de la region femoral
posterior derecha, infectado.

Discusion: se realizd una revision en las bases de datos
PubMed y LILACS sobre el diagndstico y manejo terapéuti-
co de los quistes hidaticos musculo-esqueléticos primarios.
Conclusiones: la equinococosis quistica musculo-esquelé-
tica debe ser tenida en cuenta dentro de los diagnosticos di-
ferenciales de tumoraciones de partes blandas en pacientes
provenientes de zonas endémicas. La tomografia computa-
da y/o resonancia magnética cumplen un rol diagndstico y
de planificacion terapéutica. El tratamiento es quirurgico, a
medida del paciente y del quiste, en funcion de su topogra-
fia, tamanio y fundamentalmente relaciones vasculo nervio-
sas y musculares. Otros factores a tener en cuenta son las
futuras secuelas funcionales y resultados estéticos.
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Introduccion

La equinococosis quistica o hidatidosis es una zoonosis
endémica producida por la infeccion de la forma larva-
ria de Equinococus granulosus. El hombre es un hués-
ped accidental y terminal. El embrién hexacanto llega
por via portal al primer filtro, el higado y, de sortearlo,
a los pulmones. Otras topografias son infrecuentes. Se
han descrito quistes hidaticos en bazo, vejiga, ovario,
musculo cardiaco y musculo esquelético’. Los quis-
tes hidaticos musculo-esqueléticos representan menos
del 3%, siendo excepcional su calidad de primarios en
ausencia de enfermedad primaria hepatica o pulmonar
previa®¥. Deben tenerse en cuenta como diagnodstico
diferencial para tumoraciones de partes blandas. El mé-
dico clinico debe tener un alto indice de sospecha, so-
bre todo en pacientes provenientes de zonas endémicas,
para evitar errores diagnosticos y fundamentalmente
terapéuticos®.

El objetivo de este trabajo es reportar el caso de un
paciente con un quiste hidatico a nivel de la region fe-
moral posterior derecha, primitivo y unico, y realizar
una revision de su diagnostico y manejo terapéutico.

Reporte de caso

Se presenta el caso de una paciente de sexo femenino
de 70 afios, procedente de zona rural con diagnostico
clinico imagenoldgico de quiste hidatico primario mus-
culo-esquelético en muslo. La resonancia magnética
(RM) (figuras 1 y 2) evidenciaba la presencia de una
lesion isointensa en T1, de aspecto quistico, en el es-
pesor del musculo biceps femoral, inmediatamente por
detras del tabique intermuscular lateral. En la figura 1
se evidencia corte axial de RM en secuencia T1 con
saturacion de la grasa. Se puede apreciar la relacion
en profundidad con ramas de las arterias perforantes,
colaterales de la arteria femoral profunda. En la figura
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2 se evidencia corte coronal de RM en secuencia T1
con saturacion de la grasa con gadolinio que evidencia
realce de la pared y algunos septos incompletos. La to-
mografia computada no evidenciaba enfermedad a ni-
vel hepatico y/o pulmonar. La paciente habia recibido
tratamiento previo con albendazol.

Al momento de la consulta en puerta de emergencia
la paciente presentaba dolor a nivel de tumoracion en
region femoral posterior derecha. Sin fiebre ni elemen-
tos de sindrome de respuesta inflamatoria sistémica. Al
examen clinico presentaba una tumoracion redondeada
12 cm, con drenaje espontaneo de liquido serofibrinoso.
La misma impresionaba adherida a planos profundos.

Con diagnostico de quiste hidatico musculo-esque-
Iético primario infectado, se realizo drenaje quirtrgico
con salida de pus y vesiculas proligeras. Se instilé suero
hiperténico (NaCl al 33%) y se colocaron dos drenajes
en la cavidad remanente. La paciente presentd buena
evolucion postoperatoria. A las 48 h se retiraron los dre-
najes y fue dada de alta a los 4 dias. Cumpli6 tratamiento
con albendazol via oral por un mes. En el seguimiento
clinico e imagenologico con RM no se evidencio recu-
rrencia. No presentd secuelas funcionales. Los datos de
la historia clinica fueron obtenidos con el consentimien-
to informado y firmado por parte del paciente.

Revision de la literatura

Este trabajo se realiz6 siguiendo las guias SCARE 2020.
Se realizé una buisqueda bibliografica en las bases de
datos PubMed y LILACS. Los términos de busqueda
utilizados fueron: (“hydatid disease”[All Fields]) AND
(“muscle”[All Fields]). Fueron incluidos articulos en
idioma espafiol, inglés, portugués y francés. Fueron ex-
cluidos trabajos realizados en la poblacion pediatrica y
que incluian quistes hidaticos o pulmonares sincroni-
cos. La revision bibliografica se resume en la tabla 1.

Discusion

Incidencia

La actividad comercial ganadera del Uruguay explica
la importante e historica incidencia de hidatidosis en
relacion a otros paises. En la década de 1990 se tra-
taba de un pais hiperendémico con una incidencia de
17,1/100.000 habitantes en uno de los primeros traba-
jos publicados por Purriel®®. Actualmente, con la im-
plementacion de campaifias de screening y control de la
enfermedad, esta ha disminuido notoriamente a menos
de la mitad?”. El perfil epidemioldgico predomina en
el noroeste del pais. De la revision de casos clinicos se
tratd de pacientes todos procedentes de zonas endémi-
cas, de edad media 45 afios, con un rango entre los 16
a 82 afios. La distribucion por sexo fue 12 mujeres a 11
hombres.

Presentacion clinica

La equinococosis quistica musculo-esquelética es poco
frecuente, dada la eficacia del filtro hepatico y pulmonar
que evita la migracion del embrion hexacanto a la circu-
lacion sistémica®. Asimismo, el muasculo esquelético no
es un ambiente favorable para el desarrollo del embrion,
dada la permanente contractilidad muscular y la produc-
cion de acido lactico®. La topografia més frecuente fueron
los grupos musculares del muslo, como en el caso presen-
tado. Otras localizaciones fueron region glatea, tronco y
brazo. La rica vascularizacion de estos grupos musculares
constituye la puerta de entrada del parasito®®.

La presentacion clinica mas frecuente fue la presen-
cia de una tumoracién de partes blandas de crecimien-
to progresivo, 20 meses en promedio con un rango de
entre 2 semanas a 13 afios. En la mayoria de los casos
presentaron dolor, en ausencia de cambios en la piel
o elementos fluxivos. Los autores concuerdan que los
quistes hidaticos musculo-esqueléticos cursan de forma
asintomatica hasta que el tamafio del quiste se hace cli-
nicamente evidente, o por la presencia de dolor, que se
explicaria por la compresion de troncos nerviosos ad-
yacentes®. En el caso presentado la paciente consulto
por dolor y drenaje espontaneo, tratandose de una com-
plicacion evolutiva. Otras complicaciones descritas en
esta topografia son la anafilaxia local y/o sistémica®®.

Paraclinica

La imagenologia constituye un pilar diagnostico funda-
mental, destacandose el uso de la ecografia, tomografia
computada (TC) y RM (68% vs. 32% vs. 72%). De la
revision, en mas de la mitad de los pacientes (n=15,
60%) se solicitaron dos estudios de imagen comple-
mentarios. La RM fue el estudio mas solicitado, for-
mando parte del algoritmo diagndstico de las tumora-
ciones de partes blandas. Permite determinar el tamafio
del quiste, y fundamentalmente sus relaciones muscu-
lares, vasculares y nerviosas, siendo una herramienta
clave a la hora de planificar abordaje y tactica quirar-

gica®?. El quiste hidatico Se visualiza como una lesion
quistica cuya pared es hipointensa en comparacion con
el liquido intraquistico en secuencia T1. Es frecuente
el hallazgo de vesiculas proligeras en su interior, como
se observa en las figuras 1 y 2, que en T1 son hipoin-
tensas respecto a la matriz del quiste®. Se ha descrito
en esta topografia la presencia del signo del camalote
(water-lily sign), clasicamente comentado para quistes
hepaticos o pulmonares. Puede verse edema perilesio-
nal por compresioén o reaccion inflamatoria de los teji-
dos adyacentes!?. En todos los pacientes se asoci6 una
ecografia de abdomen y/o tomografia de térax y abdo-
men a fin de descartar enfermedad hepatica o pulmonar
sincronica.

Los test serologicos humorales son un pilar diag-
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Tabla 1. Revision bibliogréafica
Autor Edad Sexo Topografia Evolucion Paraclinica Tratgmrgnto
quirdrgico
Casero (1996)® 49 M Glateo 2 semanas Eco Resectivo
Comert (2003)® 35 M Muslo 12 meses RM (=)
Mseddi (2005)® 30 SH Brazo, paravertebral, ) Eco TC Resectivo
5M glateo, pierna y pantorrilla
Kazakos (2005)™ 35 M Muslo 6 meses Eco TC RM Resectivo
Durakbasa (2007)® 40 M Muslo 2 semanas Eco RM Serologia - Resectivo
Ates (2007)© 16 M Brazo 6 meses Eco RM Resectivo
36 H Gluteo 3 afos Eco RM Resectivo
Manouras (2008)© 52 H Glateo 8 meses TC RM Serologia + Resectivo
72 H Glateo 6 meses TC Serologia - Resectivo
72 H Glateo 6 meses Eco TC RM Serologia - Resectivo
Franco (2009)019 56 M Muslo 13 anos TC RM Resectivo
Jerbi (2010) 82 H Muslo 5 meses Eco RM Serologia - Resectivo
Motie (2011)02 27 H Dorsal ancho 18 meses Eco RM Drenaje
Barlas (2016)0 55 M Glateo () Eco TC Serologia - Resectivo
El Alaoui (2016)™ 42 Muslo 6 meses RM Resectivo
Muratori (2017)® 41 H Muslo () Eco TC RM Resectivo
Mohamed (2018)(° 37 H Muslo 3 semanas Eco RM Drenaje
Sharif (2019)® 24 M Muslo 3 meses RM Drenaje
Mohammed (2019)¢" 60 M Pantorrilla 2 anos Eco Drenaje
Jan (2019)® 35 M Pectoral 2.5 anos TC Resectivo
Ozdemir (2020)1% 55 M Muslo 2 semanas Eco RM Resectivo
Lakhanpal (2021)@ 52 H Muslo 2 afos Eco RM Drenaje
*Edad media, M: mujer, H: hombre, Eco: ecografia, TC: tomografia computada, RM: resonancia magnética (-) sin datos.

ndstico mas de equinococosis de ser positivos. Sin em-
bargo, existe una proporcion no despreciable de falsos
negativos@®*!1-13),

Tratamiento

El tratamiento del quiste hidatico es multidiciplinario y
multimodal®. Es médico, mediante la administracion

de parasiticidas, quirargico, percutaneo y esta descrita
la experiencia de vigilancia y espera (watch and wait)
para pacientes asintomaticos y no complicados. La es-
trategia terapéutica dependera de la topografia, el tama-
flo, los sintomas, el riesgo de diseminacion y la presen-
cia de complicaciones¥.

En nuestro caso, el paciente presentd un quiste
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Figura 1. Resonancia magnética de muslo derecho axial
secuencia T1.

musculo-esquelético complicado con infeccion. En estos
casos el tratamiento es médico-quirtirgico. No encon-
tramos reportes de tratamiento de aspiracion, infusion y
reaspiracion percutanea (PAIR) con agentes parasitici-
das para quistes musculo-esqueléticos. El tratamiento
médico incluye la administracion de parasiticidas, sien-
do el mas utilizado en nuestro medio el albendazol, a
dosis de 10-15 mg/kg/dia. Su metabolito activo tiene
como mecanismo de accidn inhibir la polimerizacion
de las proteinas del citoesqueleto del parasito, alteran-
do la integridad de su membrana quistica. Mientras que
en pacientes coordinados para cirugia se indica un mes
previo y luego se contintia por dos meses, en pacientes
complicados con cirugia de urgencia se administra por
3 meses. Se debe monitorizar con funcional y enzimo-
grama hepatico, teniendo en cuenta su potencial hepa-
totoxicidad?.

Para el tratamiento quirurgico, el diagndstico
preoperatorio es fundamental para planificar la tactica
y evitar complicaciones®. El plan maximo es la peri-
cistectomia total cerrada. Debe realizarse una diseccion
meticulosa a fin de evitar la apertura del quiste® y pre-
venir diseminacion, recurrencias y anafilaxia®. La pe-
ricistectomia total no siempre es factible, especialmen-
te si el quiste es grande, profundo y/o entra en relacion
estrecha con pediculos vasculonerviosos. Debe evitar-
se la reseccion de muisculo sano para prevenir secuelas
funcionales'®. La presencia de sobreinfeccion, como
en el caso presentado, se cree que dificulta aun mas la
identificacion del plano de clivaje!'?. Una alternativa en
estos casos es el drenaje del quiste y el lavado con solu-
cion hipertonica del lecho quirtrgico, como se realizo
en el caso presentado.

La mayoria de los autores indican tratamiento para-
siticida al menos 4 semanas después de la cirugia para
disminuir el porcentaje de recurrencias®.

4

Figura 2. Resonancia magnética de muslo derecho coro-
nal secuencia T1.

Prondstico

El pronostico es bueno. No se reportaron recurrencias
locales ni a nivel sistémico. Como complicaciones lo-
cales se describen el hematoma y la infeccion del sitio
quirtrgico®.

Conclusiones

Hemos presentado el caso de un paciente con un quiste
hidatico musculo-esquelético primario. Lo infrecuente
de su prestacion hace necesario un alto indice de sos-
pecha, fundamentalmente en zonas endémicas, a fin de
evitar retrasos diagndsticos y errores terapéuticos. La
TC y fundamentalmente la RM parecerian jugar un rol
clave en el diagnostico y planificacion del tratamiento
quirargico. Al igual que en la enfermedad hidatidica
hepatica el terreno del paciente, el tamafio del quiste y
las relaciones vasculonerviosas son fundamentales para
la eleccion de la tactica quirtirgica. En la enfermedad
musculo-esquelética ademas deben ser tenidas en cuen-
ta futuras secuelas funcionales y resultados estéticos.

Summary

Introduction: musculoskeletal cystic echinococcosis
is rather an unusual condition, what may result in dela-
yed diagnosis and therapeutic mistakes.

Case report: the study presents the case of a patient
with a single primary hydatid cyst in the right posterior
femoral region, which is infected.
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Discussion: a review of PubMed and LILACS was
performed to learn about diagnosis and therapeutic
handling of the primary musculoskeletal hydatid cysts.

Conclusions: musculoskeletal cystic echinococcosis
needs to be considered among differential diagnosis of
soft tissues tumors in patients coming from endemic areas.
A CT scan and RMI play an important role in diagnosis
and the planning of treatment. Treatment involves surgery
that must be adapted to the patient and the cyst, conside-
ring its topography and size, and in particular in view of
muscular and nervous vessels relationship. Other factors
to bear in mind are renal sequels and esthetic aspects.

Resumo

Introducdo: a equinococose cistica musculoesqueléti-
ca ¢ rara e pode determinar atrasos em seu diagnéstico
e erros terapéuticos.

Relato do caso: apresentamos o caso de uma pa-
ciente com cisto hidratico primario Unico ao nivel da
regido femoral posterior direita, infectado.

Discussio: foi realizada uma revisdo nas bases de da-
dos PubMed e LILACS sobre o diagnostico e manejo te-
rapéutico dos cistos hidraticos osteomusculares primarios.

Conclusdes: a equinococose cistica musculoes-
quelética deve ser considerada no diagnéstico dife-
rencial de tumores de partes moles em pacientes de
areas endémicas. A tomografia computadorizada e / ou
a ressonancia magnética desempenham um papel no
planejamento diagnéstico e terapéutico. O tratamento ¢
cirurgico, adaptado ao paciente e ao cisto, dependendo
de sua topografia, tamanho e, fundamentalmente, das
relagdes vascular-nervosas e musculares. Outros fato-
res a serem considerados sdo as sequelas funcionais
futuras e os resultados estéticos.
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