7
A’};{‘)Eg%’v‘ Colegio Mexicano de Cirugia

Bucal y Maxilofacial, A.C.

medigraphic Avlmigs

Asociacién Mexicana de
Cirugia Bucal y Maxilofacial,

Vol. 5, Nim. 1 « Enero-Abril 2009 * pp. 26-31

Sindrome de Eagle: reporte de un caso

Marcelo Antonio Villalba Leyton,* Ernesto Miranda Villasana**

RESUMEN

El sindrome de Eagle, también llamado estilalgia, es una
entidad raramente identificada clinica y anatomopatolo-
gicamente, descrito por primera vez por W.W. Eagle en
1937. El sindrome de Eagle es definido como elongacion
del proceso estiloideo y/o osificacion del ligamento esti-
loideo. En el caso reportado, se trata de paciente de 48
afios de edad, con los sintomas clinicos de sindrome de
Eagle; se observa con los estudios de imagenologia,
elongacion del proceso estiloideo. Los sintomas se re-
solvieron realizando la amputacion del proceso elonga-
do, con abordaje extraoral, con evolucién favorable a tra-
tamiento quirdrgico en sus controles postoperatorios, sin
datos de sintomatologia dolorosa.

Palabras clave: Sindrome de Eagle, estilohioideo, calci-
ficacion, sensacion de cuerpo extrafio.

INTRODUCCION

El sindrome de Eagle es definido como elongacion
del proceso estiloideo y/o osificaciéon del ligamento
estiloideo.

Este término se otorgd a los sintomas que produ-
ce la elongacion del proceso estiloides, la minerali-
zacion de los ligamentos estiloides y estilomandibu-
lar. El primero en describir esta elongacion del

SUMMARY

Eagle’s Syndrome, also called stylalgia, is an entity that
is rarely clinically and anatomopathologically identified.
This syndrome was described for the first time by W.W.
Eagle in 1937. Eagle’s Syndrome is defined as the elon-
gation of the styloid process and/or the ossification of
the styloid ligament. In our reported case, it is a patient
being 48 years old, presenting the clinical symptoms of
Eagle’s Syndrome. This is observed through imaging
studies and the elongation of the styloid process. The
symptoms were solved performing the amputation of the
elongated process, by means of an extra-oral approach.
There was a favorable evolution after the surgical treat-
ment according to the post-operative controls, without
data records of painful symptomatology.

Key words: Eagle’s Syndrome, stylohyoid, calcification,
strange sensation in the body.

proceso estiloideo fue Marchetti en 1652220y en 1872
Weinlechne.*

En 1907, Dwight clasificé la anatomia del com-
plejo estilohioideo con base en radiografias, encon-
trando osificaciones de éste con sintomatologia cli-
nica. En 1932, Thigpen reportd once casos de
procesos estilohioideos elongados; en 1937, W.W.
Eagle?317.19.20.21 describid un caso de dolor asocia-
do con la elongacion del proceso estiloideo; poste-
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riormente publico mas de 200 articulos;?2° otros au-
tores le dieron diferentes términos como sindrome
estilohioideo, estiloides y estilohioideo, neuralgia del
proceso estilohioideo y por ultimo mineralizacion del
complejo estilo-hioideo-mandibular.?

El término sindrome de Eagle puede aplicarse a
pacientes de cualquier edad; el término de sindro-
me estiloide puede aplicarse cuando el proceso es-
tiloideo y/o la cadena estilohioidea se encuentra osi-
ficada, y por ultimo el término pseudoestilalagia
puede ser reservado a pacientes de edad avanza-
da, con antecedentes de trauma.?%-2! Recientemen-
te se propone el uso de sindrome estilo-estilo-hioi-
deo, pero se sabe que existen 4 sindromes en la
actual literatura.?1”

Embriol6gicamente, esta estructura deriva del 2
arco branquial o también llamado hioideo, donde se
origina el cartilago de Reichert. A partir del 3er mes
de vida intrauterina se transforma en 5 porciones tim-
panohial, estilohial, ceratohial, hipohial y basohial.
Segun diferentes autores, la porcién cetohial es la
que forma el ligamento estilohioideo. En la apdfisis
estiloides se inserta el ramillete de Riolano, con la
aponeurosis estilofaringea; divide el espacio verte-
bromaxilofaringeo en parotideo, preestiloideo y por
ultimo, el espacio retroestiloideo.

El proceso estiloideo esta ubicado entre la caroti-
da externa e interna, y cerca de la pared farinea; en
esta estructura se insertan 3 musculos: estilofaringeo,
estilohioideo y el estilogloso, asi como los ligamentos
estilohioideo y el estilomandibular.® La punta se con-
tindia con el ligamento estilohioideo, que se extiende
hasta el cuerno menor del hueso hioides. El masculo
estilomandibular se inserta en el angulo de la mandi-
bula y limita los movimientos de protrusion.®

Eagle fue quien report6 dos casos con sintomato-
logia faringea y facial por irritacion de las carétidas
en la bifurcacion comun de éstas, ademas de varios
casos de sintomas cervicofaringeos en el estudio
complementario radiografico donde observo la ap6-
fisis estiloides osificada y elongada.

Eagle originalmente describié dos distintos tipos
de sindrome:!117 el clasico, generado posterior a
tonsilectomia, que origina los siguientes datos clini-
cos: Sensacion de cuerpo extrafio en la faringe, 1”19
disfagia, odinofagia, otalgia del lado afectado, tris-
mus, limitacion de movimientos a la excursion late-
ral. Otros sintomas que refieren diferentes investi-
gadores son: incremento de la salivacion,317 dolor
a la rotacion de la cabeza®'® y vértigo,2° que pue-
den involucrar a los nervios craneales, como el V,
VII, IX y X;1119 en el postquirargico, con tejido fibro-
so, puede envolver estos nervios.’

El segundo sindrome?817 es de la arteria caréti-
da; no es consecuencia de una cirugia faringea pre-
via; esta bien documentado que es por irritacion
mecanica y estimulacion del plexo simpatico en las
paredes de las arterias carotidas externa e interna,
con la punta estiloidea o la osificacion del ligamen-
to, ocasionando los siguientes sintomas:

Dolor en regiones infraorbitaria, temporal, auricu-
lar, occipital, cuello y cefalea.313.17

La mineralizacion o calcificacion de complejo es-
tiloideo es comun y ocurre en 2 a 4%.%" El estudio de
Gossman y Tarsitano, de 4,200 radiografias panora-
micas en pacientes del sexo masculino en edades
comprendidas entre 18 a 22 afios, so6lo observo el
1.4%, con proceso estiloideo elongado por arriba de
25 mm. Correll y col. examinaron 1,771 radiografias
con unaincidencia de 18.2% que tenian una elonga-
cion bilateral; el 8% de 103 pacientes presento sin-
tomas clinicos, concluyendo su estudio sin la rela-
cion clinica e imagenoldgica.t’

Kauffman y colaboradores observaron radiografi-
camente el 7.3% de incidencia de elongacion sim-
ple, pero no relacionaron los sintomas clinicos con
radiograficos; mencionan que la incidencia es ma-
yor en mujeres de 30 afios 0 mayores a esta edad.®

El estudio imagenoldgico® usado en primera ins-
tancia es la radiografia panoramica y lateral de cra-
neo donde claramente se observa radiodensidad; en
la tomografia computada con reconstruccion tridi-
mensional (TCT)%!” en base a su hiperdensidad,
podemos medir la longitud de la apdfisis estiloides y
la calcificacion del ligamento estilohioideo.

Langlais y col.817 clasificaron la apofisis estiloi-
des radiograficamente:

Tipo | Elongada
Tipo Il Pseudoarticulada
Tipo Il Segmentada

Por el tipo de calcificacion tenemos

Calcificada fuera de la linea
Parcialmente calcificada
Nodular

Completamente calcificada

o0 w>

Diferentes teorias tratan de explicar la entidad
causante del sindrome de Eagle:

 El cartilago contiene unidades mesenquimatosas
con capacidad osteoformativa, lo que resulta una
osificacion antes que maduracién normal de teji-
do fibroso (desarrollo ontogenético recesivo).?”
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e Un elemento condral del arco de Reichert sufre
cambio metaplasico y osificacion, sea por estrés
mecanico y/o traumatico (metaplasia reactiva).

» Previa cirugia o irritacion crénica, llevan a un re-
sultado de osteitis, periosteitis osificante y tendi-
nitis, produciendo miositis (hiperplasia reactiva).**

» Se cree que es un proceso que se transmite auto-
sGmico recesivo, con baja expresividad (genética).

« Dimorfismo congénito: existe una alta incidencia
de anomalias estiloideas en aquellas personas
gue presentan malformaciones en la articulacién
atloidea occipital.

» Hiperplasia reactiva: cirugia o irritacion crénica
pueden producir osteitis, periosteitis osificante o
tendinitis en el aparato estilohioideo, también
una retraccion cicatrizal o miositis.2%’

« Teoria endocrina: proceso estiloideo osificado y
sintomético en mujeres menopausicas.*’

e Trauma cervical en la cabeza y el cuello; puede
producir la fractura de apdfisis estiloides.’

La norma de longitud del proceso estiloideo varia
con gran frecuencia en la mayoria de los pacientes;
éstos pueden presentar de 20 a 30 mm?2811.17.21 ge
longitud; de la apofisis estiloides, esta medida se
puede considerar en rangos de alargado; se deben
tener signos clinicos asociados a la elongacion de
la apdfisis estiloides, lo cual fue descrito por Eagle
en 1934, llaméandolo sindrome de Eagle o estilalgia,
el que ocurre con muy baja frecuencia; al estudio
radiografico se puede evidenciar la calcificacion;
estos pacientes tienden a recurrir en primera instan-
cia al odontélogo de practica general, al otorrinola-
ringélogo, al neurélogo, y hasta al psiquiatra para
recibir tratamiento, confundiéndose con la clinica.?*?’

Laincidencia de elongacion de apdfisis estiloides
ocurre en pacientes jovenes adultos, con presenta-
cion unilateral o bilateral.

A través de la historia se han descrito métodos
de tratamiento que van desde la aplicacion de una
inyeccion de esteroides (prednisona) y anestésico
local (lidocaina) en el asta inferior del hueso hioides
o en la fosa amigdalina. Este es en la actualidad un
tratamiento local y conservador todavia muy utiliza-
do aun, pero el tratamiento definitivo siempre es qui-
rurgico.

Existen tratamientos conservadores a base de
infiltracion de esteroides®! sin buen sustento; inclu-
sive la fractura manual de la elongacion, tratamiento
realizado s6lo por manipulacion y a ciegas.

El abordaje quirdrgico intraoral se realiza junto con
la misma técnica que una amigdalectomia clasica,
seguido por una incision longitudinal con la disec-

cion de los musculos faringeos. En la actualidad, s6lo
se utiliza cuando hay que retirar la porcién caudal
del proceso estiloideo, y cuando esta porcion es fa-
cilmente palpable a través de la fosa amigdalina es
un procedimiento dificil, pues se realiza a ciegas y
con alto riesgo de lesionar el nervio glosofaringeo,
el nervio facial o la arteria carétida externa.

Este abordaje puede ser utilizado so6lo para la
parte distal, o la punta del proceso estiloideo, debi-
do a que el campo quirlrgico es limitado.’

El abordaje quirdrgico extraoral consiste en un
abordaje Hinds; después de rechazar la glandula
submandibular, nos acercamos al espacio subman-
dibular inferior, localizando el tend6n y el musculo
digastrico con las estructuras vasculares.

La reseccion del ligamento se hace con mayor
seguridad, pues se visualizan directamente estruc-
turas anatdmicas vasculares y nerviosas y se corre
minimo riesgo de lesionarlas.

OBJETIVOS

Integracion y analisis de la valoracion, diagnostico
y tratamiento quirlrgico del sindrome de Eagle a
través de un protocolo clinico y quirdrgico sustenta-
do en los reportes de investigacion actualizados.

METODOS

Descripcion de caso clinico de paciente de sexo fe-
menino de 48 afios de edad, sin antecedentes sis-
témicos, alergia a medicamentos o intervenciones
quirdrgicas en area cervical; el motivo de consulta
fue dolor difuso nivel 6 (determinado con la escala
analoga del dolor de 0 a 10) en regién retromandi-
bular bilateral, dolor irradiado a regién cervical,
mandibular, maseterina, auricular bilateral, odinofa-
gia, con limitacion de movimientos mandibulares y
cervicales; intraoralmente parcialmente edéntulo,
sin desviacion mandibular.

Los estudios radiograficos de ortopantomografia
y tomografia computada con reconstruccién tridimen-
sional evidencian la elongacion e hipermineraliza-
cion del proceso estiloideo igual o mayor a 20 mm,
parametro caracteristico del sindrome de Eagle (Fi-
guras1y2).

La paciente se ingresa al Hospital Regional Ge-
neral Ignacio Zaragoza ISSSTE ciudad de México,
con diagndstico de sindrome de Eagle; es interveni-
da quirargicamente bajo anestesia general, en po-
sicién decubito dorsal con lateralizacion de la ca-
beza al lado contrario del que se realizara el
procedimiento quirdrgico; se inicia el abordaje ex-
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traoral incision tipo Hinds (Figura 3) paralela al bor-
de posterior mandibular de 2.5 cm buscando como
referencia el borde anterior del musculo esterno-
cleidomastoideo, evitando lesionar las ramas del
nervio facial; se realiza la localizacion de la apofi-
sis estiloides por diseccidon roma del estilofaringeo,
estilohioideo y estilogloso y los ligamentos estilo-
hioideo y estilomandibular(Figura 4); se fractura la
apofisis estiloides en su base, previa hemostasia;
se sutura por planos los tejidos del lecho quirurgico.

HALLAZGOSINTRAOPERATORIOS

Apdfisis estiloides derecha, de 38 mm de longitud,
y del lado izquierdo apdfisis estiloide con una longi-
tud de 35 mm (Figura 5).

Las piezas fueron remitidas al Servicio de Anato-
mia Patoldgica obteniendo resultados compatibles
con hipermineralizacion, o calcificacion parcial de la
muestra enviada. La paciente fue egresada el tercer
dia y permanece asintomatica

Figura 1. Ortopantomografia; se observa apofisis estiloides
elongadas.

. e[
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Figura 2. TC. Apdfisis estiloides elongadas (Derecha e
izquierda).

RESULTADOS

El tratamiento médico-quirdrgico para la reseccion
de la apdfisis estiloides en el caso clinico fue exitoso
ya que se logré la reseccién de todo el proceso hi-
permineralizado, sin dafio a estructuras anatomicas
importantes y con resultados estéticos aceptables.

La técnica utilizada para la reseccién quirtrgica
de las apdfisis estiloides no tuvo complicaciones
postoperatorias.

Otra ventaja es la exposicion del campo quirargi-
co, adecuado para identificar las estructuras anato6-
micas correctamente, y retirar la apofisis estiloides
en su totalidad.

Respecto a otras técnicas quirlrgicas, la desarti-
culacion de la apdfisis estiloides se realiza a ciegas,
con la posibilidad de lesionar estructuras vecinas.

La paciente, a seis meses y un afio del postope-
ratorio, no presenta secuelas de parestesia, irregu-
laridades cicatrizales, eliminando la sintomatologia
dolorosa.

DISCUSION

Muchos estudios previos coinciden en que la elon-
gacion del proceso estiloides, calcificacion del liga-
mento estilohioideo o el complejo sindrome estiloi-
des-estilohioideo no esta clara todavia; existen teo-
rias que mencionan elementos cartilaginosos que
se convierten en tejido 6seo.%®

En este caso clinico, fue posible identificar el pa-
decimiento debido a la sintomatologia y a las evi-
dencias imagenolégicas que caracterizan al sindro-
me de Eagle; es claro que el proceso estiloides y la
calcificacion del ligamento estilohioideo o el com-
plejo estilohioidohioideo se ubican en una zona ana-
tdmica compleja con mltiples estructuras nerviosas
y vasculares cercanas a su recorrido anatomico.

Los sintomas que determinan el sindrome de
Eagle de la paciente estan mas relacionados con las
estructuras vasculares y neuroldgicas en el recorri-
do del proceso estiloideo elongado, el ligamento es-
tilohioideo y sindrome estiloides-estilohioideo que con
la compresién de las arterias car6tidas, y mucosa
orofaringea, pero en nuestra experiencia no encon-
tramos una evidencia clinica clara, entendiendo ade-
mas que el proceso estiloideo elongado, calcificacion
del ligamento estilohioideo y complejo estiloides-
estilohioideo anatémicamente siguen en direccién ha-
cia el hueso hioides y no hacia la luz de la cavidad
oral. El mecanismo de dolor puede producirse por
un tirdn subito en regién cervical y como consecuen-
cia, la fractura de la apdfisis estiloides, sin producir-
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se unioén, causando presién alrededor de las estruc-
turas adyacentes, sobre todo en las estructuras ner-
viosas.

En pacientes con amigdalectomia previa se ha
descrito la irritacién como posible causa de hipercal-
cificacién, asi como de la sintomatologia dolorosa
debido al procedimiento quirlrgico; se altera la ana-
tomia de esta region y se produce en forma tardia
algun grado de retraccion por el proceso cicatricial
que como sabemos puede ser diferente en cada uno
de los pacientes, razén importante por la que preferi-
mos procedimientos quirdrgicos por via extraoral.

Figura 3. Disefio de incision.

———

Figura 4. Apdfisis estiloides mineralizada.

La calcificacién del ligamento estilohioideo pre-
senta calcificaciones fragmentadas que siguen el eje
que va desde el proceso estiloideo hasta el hueso
hioides en su asta mayor.

Es un hecho que los remanentes primarios de los
huesos estilohial, ceratohial e hipohial pueden tener
zonas donde no se produce una completa fusion, pre-
sentando pseudoarticulaciones en los procesos es-
tiloideos. Estos remanentes, por presentar un ma-
yor espesor, pueden producir irritacion focal como
parte de la sintomatologia en esta entidad clinica.

En la actualidad es frecuente el retiro quirrgico
del proceso estilohioideo por via tonsilar; nosotros
proponemos un abordaje extraoral con una posicion
mas posterior a la habitual, es decir, tipo Hinds; asi
evitamos al maximo lesiones a los ramos de los ner-
vios glosofaringeo, facial, glandula submaxilar y ar-
teria carétida, estructuras que se encuentran involu-
cradas en el abordaje extraoral; observamos también
gue en el periodo postquirlrgico la paciente curso
sin dolor, su recuperacion inmediata con movimien-
tos cervicales adecuados; actualmente se encuen-
tra asintomatica.

CONCLUSIONES

Los resultados obtenidos en el caso clinico descri-
to tratado en el Servicio de Cirugia Maxilofacial
del Hospital Regional Gral. Ignacio Zaragoza del
ISSSTE fueron exitosos, logrando una remision to-
tal de la sintomatologia preoperatoria, sin lesion a
estructuras anatomico-quirdrgicas relacionadas y
una cicatrizacion estética aceptable.

El sindrome de Eagle es una entidad rara y es
necesario conocer su existencia para poder diagnos-
ticarlo y tratarlo adecuadamente.

La incidencia de pacientes con la sintomatologia
mencionada es muy baja, debido a que se puede
enmascarar con otras patologias.

Figura 5. Apdfisis estiloides.
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Pacientes con abordajes intraorales presentan

pronta recuperacion, pero tienen mayor riesgo de in-
feccién, sobre todo porque se realiza la incisién en la
faringe y eso puede ocasionar infeccion cervical.

Los pacientes sometidos al abordaje quirdrgico

extraoral cuentan con la ventaja de que, al tener un
campo operatorio ampliamente expuesto con estruc-
turas anatomicas visibles, previenen hemorragias,
parestesias o alteraciones en la cicatrizacion.
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