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Caso clinico

Caracteristicas clinicas del sindrome de Eagle

Laura Espinosa Morett,* Mauricio Ruiz Morales?

RESUMEN

La apdfisis estiloides se origina de la porcion timpanica del hueso
temporal, su crecimiento anormal u osificacién del ligamento
estilohioideo puede ocasionar varios sintomas, como: disfagia,
odinofagia, dolor facial, otalgia, cervicalgia y trismos, entre otros.
Alguno de estos sintomas junto con la apdfisis estiloides alargada
se conoce como sindrome de Eagle. El diagndstico es clinico
y radiolégico, con tomografia computada, la reconstruccién 3D
es de gran utilidad. El tratamiento quirirgico esta indicado en
las personas que no respondan al tratamiento médico, y puede
realizarse mediante abordaje transoral o externo. Este trabajo
tiene por objetivo comunicar dos casos diagnosticados y tratados
en el servicio de Otorrinolaringologia del Centro Médico Nacional
20 de Noviembre y realizar una revision de casos reportados
en la bibliografia, con el fin de establecer las caracteristicas
clinicas de esta enfermedad y conocer los resultados de los
tratamientos descritos.

Palabras clave: apdfisis estiloides, ligamento estilohioideo,
osificacion, sindrome de Eagle, estilalgia.

| sindrome de Eagle es una rara condicién
clinica en la que existe una constelacion de
sintomas neuropaticos y vasculares causados
por la elongacion de la apdfisis estiloides o
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ABSTRACT

The styloid process originates from the tympanic portion of the
temporal bone, its growth or ossification of the stylohyoid liga-
ment may cause several symptoms, among which are dysphagia,
odynophagia, facial pain, otalgia, neck pain, trismus among oth-
ers. Some of these symptoms in the presence of an elongated
styloid process are known as Eagle syndrome. The diagnosis is
based on clinical examination and CT imaging, 3D reconstruc-
tion is useful. Surgical treatment is indicated in those who failed
medical treatment and can be performed by transoral approach
or external approaches. This paper reports two cases diagnosed
and treated in the Department of Otorhinolaringology of the Centro
Médico Nacional 20 de Noviembre, and makes a review of cases
reported in the literature in order to establish the clinical features
of this entity and the results of the treatments described.

Key words: styloid process, stylohyoid ligament, ossification,
Eagle syndrome, estilalgia.

por la osificacion anémala del ligamento estilohioideo;
provoca dolor cervicofaringeo por irritacién de los ner-
vios cercanos, de la cardtida o de la mucosa faringea. Se
describi6 por primera vez en 1937, por Watt W Eagle,
otorrinolaringdlogo aleman, quien definié como estilal-
gia a esta afeccion relacionada con una longitud anormal
de la apofisis estiloides o del complejo estilohioideo.

El complejo estilohioideo estd compuesto por la
apofisis estiloides, el ligamento estilohioideo y el cuerno
menor del hueso hioides. Estas estructuras provienen
del cartilago de Reichert, del segundo arco faringeo.*

Aproximadamente 4% de la poblacion general tiene
una elongacion anormal de la apofisis estiloides y solo
4% de estos pacientes manifiestan sintomas relacionados
con esta afeccion,? por lo que se calcula una incidencia
de 0.04 a 0.16%,% con mayor prevalencia en el sexo
femenino, con una relacion 3:1,* entre los 30 a 50 afios
de edad.!
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CASOS CLINICOS

Caso 1

Paciente femenina de 53 afios de edad, sin antece-
dentes traumaticos cervicales, ni antecedente de
amigdalectomia. Inicié su padecimiento hacia cinco
afios, caracterizado por odinofagia, disfagia a sélidos,
exacerbado con movimientos cefélicos laterales, otal-
gia bilateral intermitente tipo punzante y cervicalgia.
Fue tratada en varios servicios en multiples ocasiones
con relajantes musculares, analgésicos ¢ infiltraciones
locales con mejoria parcial y temporal. A la exploracion
fisica tenia amigdalas palatinas grado Il bilateral y con
palpacion dolorosa de apofisis estiloides por encima
del pilar anterior de la fosa amigdalina de manera bi-
lateral. Ante la sospecha del diagnostico de sindrome
de Eagle se realiz6 tomografia computada simple de
cuello con reconstruccion 3D, en la que se corroboré
el diagnostico, pues se encontré a ambas apoéfisis es-
tiloides alargadas, con medicidn de 37 mm de manera
bilateral (Figura 1).

Ante la falta de respuesta al tratamiento médico se
realizo reseccion transoral de la apofisis estiloides, me-
diante la siguiente técnica. Se administr6 ceftriaxona
1 g, via intravenosa, antes del procedimiento. Con la
paciente oro-intubada, en posicion de Rose, se coloco
abrebocas de Mclvor. Se realizo palpacion de apofisis
estiloides y por encima del borde distal de ésta se marco
el sitio de la incision. Se infiltré la mucosa con lidocaina-
epinefrina al 2%. Con cauterio monopolar de punta fina
se realizo incision en la mucosa de aproximadamente
0.5 cm (Figura 2) y se disecaron los masculos palato-
gloso y constrictor superior, hasta exponer la apofisis
estiloides. Se realizd la desinsercion de los musculos
de manera manual hasta exponer un segmento distal de
1 a 1.5 cm de la apdfisis estiloides (Figura 3), mismo
que se secciond con tijera de Mayo (Figura 4). Se rea-
liz6 lavado y hemostasia y se suturaron los musculos
y la mucosa en dos planos con vycril 3-0. Se realiz6
el procedimiento sin complicaciones transoperatorias,
con adecuada evolucién posoperatoria. Se indico trata-
miento con antiinflamatorios no esteroides, amoxicilina
maés clindamicina durante cinco dias, y enjuagues con
clorhexidina. Se tuvo seguimiento de ocho meses con
alivio de los sintomas.

Figura 1. Tomografia simple computada con reconstruccién 3D
de apdfisis estiloides, con medicion de 37.2 mm del lado derecho
y 37.3 mm del lado izquierdo.

Caso 2

Paciente femenina de 50 afios de edad, con antecedente
de hipertension arterial sistémica y enfermedad por
reflujo gastroesofagico; negd antecedentes traumaticos
cervicales y amigdalectomia. Inici6 su enfermedad ac-
tual hacia tres afios, con cervicalgia, odinofagia, globo
faringeo y otalgia derecha ocasional. De igual manera,
fue atendida por varios especialistas con tratamiento
analgésico, antibidtico, antirreflujo y relajantes mus-
culares, sin alivio de los sintomas. A la exploracién
fisica tenia amigdalas palatinas GlI1 bilateral, palpacion
dolorosa de la apofisis estiloides derecha y cuello sin
datos patoldgicos. Ante la sospecha de diagndstico de
sindrome de Eagle se realiz6 una tomografia computada
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Figura 2. Sitio de incision en la mucosa, anterior a la amigdala
palatina, sobre el pilar anterior.

y

Figura 3. Exposicién de la porcion distal de la apdfisis estiloides
izquierda y del lado derecho.

—

Figura 4. Segmento resecado de la apofisis estiloides.

simple de cuello con reconstruccion 3D, en la que se
corrobord el diagnostico, al encontrar ambas apofisis
estiloides alargadas, con medicién de 34 mm del lado

derecho y 35 mm del lado izquierdo (Figura 5). Se
realiz6 el mismo procedimiento descrito en el caso 1
(Figura 6), sin complicaciones transoperatorias y con
adecuada evolucion posoperatoria, con seguimiento de
seis meses con alivio de los sintomas.

=

Figura 5. Tomografia simple computada con reconstruccion 3D
de la apdfisis estiloides.
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Figura 6. Exposicion de porcion distal de la apdfisis estiloides
del lado derecho.

REVISION BIBLIOGRAFICA

Para la revision de la bibliografia se utilizaron como pa-
labras clave: apofisis estiloides, ligamento estilohioideo,
osificacion, sindrome de Eagle y estilalgia. Se realizo
la busqueda de articulos, en inglés y en espafiol, acerca
de estudios realizados en humanos hasta enero de 2013,
en Wiley Online Library, Science Direct Elsevier, MD
consult, Medline via OVID, Pubmed y Springerlink; para
el andlisis se agregaron las dos pacientes de este articulo.

Se obtuvo una serie de casos de 57 pacientes,>* se
recabd informacién de cada caso para determinar las
caracteristicas clinicas de la entidad y los resultados de
los tratamientos realizados a estos pacientes. Del grupo
de 57 pacientes, 38 (66.6%) fueron del sexo femenino
y 19 (33.4%) del sexo masculino, con edad promedio
de 41.8 afios (limites de 27 y 77). Del total de los casos,
54.4% se reportaron bilaterales y 45.6% unilaterales.
So6lo en 33 casos se reporté existencia o ausencia de an-
tecedente traumatico o de amigdalectomiay se encontro
antecedente de amigdalectomia en 30.3% de los casos (n
=10). El tiempo de evolucidn de los sintomas se reportd
en 43 casos, con promedio de 46 meses (2-300 meses).
Se contd con el reporte del tamafio de 39 apofisis esti-
loides, con 46.3 mm como promedio (31 a 75 mm). El
tratamiento que se indic6 a estos 57 casos se dividio en
médico y quirdrgico; este Gltimo consistid en reseccion
transoral y abordajes externos. A tres pacientes se les
indico tratamiento médico con curacion completa de los
sintomas, que consistié en infiltracion local con lidocaina

(seguimiento s6lo de seis meses), rehabilitacion proté-
sica con alivio de la oclusion dental y de los sintomas;
y rehabilitacién fisica con relajacion de la musculatura
cervical. Existen reportes de tratamiento médico con
infiltracion local en 25 casos, con mejoria temporal y
recaida de los sintomas en tiempo variable. Se realiz6
tratamiento quirtrgico en 50 casos, y de éstos, en dos de
ellos no se menciona la técnica, en 28 casos (52.83%)
se realizo reseccion transoral y en 20 casos (37.7%) se
hicieron abordajes externos, como preauricular o cervi-
cotomia. Sélo se report6 una complicacion de paralisis
facial House Brackman 11 en uno de los casos, en el que
se utilizé abordaje preauricular con recuperacion total a
los dos meses, reportado por Williams y colaboradores.®
El resto de los reportes de casos no tuvo complicaciones
de la cirugia, con seguimiento, en promedio, de 17.7
meses (1-84 meses), con curacion total de los sintomas.

DISCUSION

La apofisis estiloides es una proyeccion conica, alargada,
del hueso temporal; se encuentra anterior a la mastoides,
entre las arterias cardtida interna y externa, posterior a la
fosa amigdalina y lateral a la pared faringea. La apofisis
estiloides inserta tres musculos y dos ligamentos. El
ligamento estilohioideo, como tal, se extiende desde la
punta de la estiloides hacia el cuerno menor del hueso
hioides. El ligamento estilomandibular se extiende desde
la estiloides en &ngulo mandibular. Los tres musculos
son el estilofaringeo, estilohioideo y el estilogloso. La
vena yugular interna, el nervio espinal, el hipogloso, el
vago y el glosofaringeo se encuentran medial a la apofisis
estiloides.” El largo normal de la apéfisis estiloides varia
considerablemente; en la mayoria de las personas va de
20 a 30 mm, pero se describen variaciones desde 15 a
40 mm.®9 En general, se considera alargada cuando mide
més de 25 mm;* mientras que otros autores mencionan
que se considera alargada a partir de 30 mm.58

La causa de la elongacion del complejo estilohioideo
aun se desconoce; se han propuesto diferentes teorias,
entre las que se encuentran: 1) elongacion congeénita del
proceso estilohioideo por la persistencia del analogo
cartilaginoso del estilohial (precursor embrionario de
la apoéfisis estiloides), 2) calcificacion del ligamento
estilohioideo por un proceso desconocido y 3) creci-
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miento de tejido dseo en la insercion del ligamento
estilohioideo.™?

Los mecanismos fisiopatoldgicos también se desco-
nocen; existen varias teorias en la bibliografia, entre las
que se encuentran: 1) fractura traumatica del ligamento
estilohioideo, que provoca proliferacion de tejido de
granulacién que, a su vez, crea presion sobre las estruc-
turas vecinas, 2) compresion de los nervios adyacentes,
3) cambios degenerativos e inflamatorios en la porcion
tendinosa de la insercion del estilohioideo; tendinitis por
insercion, 4) irritacion de la mucosa faringea por com-
presion directa o por cicatrizacion posamigdalectomia
y 5) irritacién de los nervios simpéticos perivasculares
en la vaina carotidea.’® La osificacion del ligamento
estilohioideo puede estar relacionada con alteraciones
endocrinas en mujeres posmenopausicas.t

De acuerdo con los sintomas que se manifiestan,
Eagle, de manera inicial, describi6 dos tipos: >

Sindrome clésico: frecuentemente asociado con ante-
cedente de amigdalectomia, con faringodinia localizada
en la fosa amigdalina y, en algunas ocasiones, disfagia,
odinofagia, globo faringeo, hipersalivacion y, mas raro,
cambios en el tono de la voz.

Sindrome estilo-carotideo: no asociado con amigda-
lectomia, los sintomas son provocados por compresion
de la apofisis estiloides hacia la carétida interna o
externa, y especialmente por compresion hacia sus
fibras simpaticas perivasculares, lo que produce dolor
persistente irradiado al territorio de la carotida o, bien,
eventos isquémicos transitorios e incluso eventos vas-
culares cerebrales.?0

Esta afeccién debe sospecharse en casos de farin-
godinia persistente, que puede exacerbarse con los
movimientos cefélicos de rotacidn, con el movimiento
lingual, al deglutir o al masticar; ademas, de otalgia,
cefaleay cervicalgia. El diagnostico de esta enfermedad
es clinico, por lo que son importantes los sintomas que
refiera el paciente, asi como la palpacion de la formacion
oOsea lateral en la fosa amigdalina, que puede ser dolorosa
e incrementar los sintomas. Puede realizarse una prueba
diagndstica-terapéutica al infiltrar anestésico local lateral
en la fosa amigdalina, lo que debe aliviar los sintomas.

Se han utilizado varias técnicas radioldgicas para
el diagndstico del sindrome de Eagle, que incluyen
radiografia lateral de cuello, radiografia de Towne, ra-

diografia panoramica, lateral y oblicua de mandibula,
y anteroposterior de craneo, entre otras. Sin embargo,
la superposicion de estructuras hace dificil la correcta
determinacidn del tamafio de la apdfisis estiloides.
Por lo anterior, el estudio de eleccion es la tomografia
computada con reconstruccion 3D, que permite obtener
informacion acerca del tamafio, direccion y relaciones
anatomicas con estructuras importantes.”®

Existe una clasificacién radiolégica propuesta
por Langlais y colaboradores, basada en los tipos de
elongacion de la apdfisis estiloides y los patrones de cal-
cificacion del ligamento estilohioideo (Cuadros 1y 2).7*2

El diagndstico diferencial se realiza con afecciones
como disestesia laringofaringea, mala oclusion dental,
neuralgia de ganglio esfenopalatino, artritis temporo-
mandibular, neuralgia del glosofaringeo o del trigémino,
faringoamigdalitis cronica, bursitis del hioides, sindrome
de Sluder, cefalea en racimos, diverticulos esofagicos,
arteritis temporal, artritis de vértebras cervicales, otitis,
neoplasias y migrafia.2* 7

El tratamiento médico es variado y consiste en la
prescripcion de antiinflamatorios no esteroides, infiltra-
cién transfaringea con anestésicos locales o esteroides,
antiinflamatorios esteroides, anticonvulsivos y antide-
presivos, entre otros. Sin embargo, los resultados son
favorables a corto plazo y existe recidiva de los sintomas
en la mayoria de los pacientes.**

El tratamiento quirlrgico esta indicado para casos en
los que el manejo médico no es suficiente para curar los
sintomas. Los abordajes se dividen en transoral y exter-
nos. El abordaje transoral tiene como ventaja que es méas
sencillo de realizar, tener menor tiempo quirdrgico y no
dejar cicatriz externa. En ocasiones es necesario hacer la
amigdalectomia, cuando la reseccion de la apodfisis esti-
loides se limita por falta de una buena exposicion. Esta
descrito que puede tener como complicacién abscesos de
cuello; sin embargo, en ninguno de los casos reportados
se encontro esta complicacion. Se mencionan como ven-
tajas de los abordajes externos tener mejor exposicion del
area, con menor incidencia de complicaciones por dafio
a estructuras vecinas y menor riesgo de infeccién. Sin
embargo, sus desventajas son tener mayor duracién de
tiempo quirdrgico, riesgo de lesion en el nervio facial y
dejar cicatriz en el cuello.*” Ambos abordajes reportan ser
seguros y con buenos resultados a largo plazo.
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Cuadro 1. Caracteristicas morfoldgicas de la apdfisis estiloides

Tipo Descripcion Apariencia radiologica

| Elongada
Il Pseudoarticulada

Imagen de integridad de apdfisis estiloides ininterrumpida (<25-28mm)
La apdfisis estiloides esta unida por una simple pseudoarticulacion al ligamento estilohioideo o

estilomandibular mineralizado, usualmente localizado superior al borde inferior de la mandibula

1] Segmentada
ligamento mineralizado

Porciones continuas cortas o largas de la apdfisis estiloides o segmentos ininterrumpidos de

Cuadro 2. Patrones de calcificaciéon

Patron Apariencia radiolgica

Contorno calcificado
Parcialmente calcificado

Complejo nodular
radiolucidez central

Completamente calcificado

Corteza fina radiopaca y una lucidez central que constituye la mayor parte de la apdfisis

Contorno radiopaco un poco mas grueso, con opacificacién casi completa, asi como radiolucidez
discontinua, pequefia y ocasional

Contorno nudoso o festoneado, que puede estar parcialmente calcificado con grado variable de

Totalmente radiopaca, sin evidencia de radiolucidez en su interior.

CONCLUSIONES

El sindrome- de Eagle es una afeccion rara, de la que
debe tenerse un alto indice de sospecha, ya que puede
no considerarse ni diagnosticarse en pacientes con do-
lor cervicofacial cronico. El diagnostico se basa en la
historia clinica, la exploracion fisica y los estudios de
imagen confirmatorios. Entre las interrogantes de esta
enfermedad esta que no existe, hasta el momento, algln
estudio que demuestre la correlacion entre el tamafio
de la apofisis estiloides y la severidad de los sintomas.
No se conoce, hasta ahora, la causa de por qué sélo 4%
de las personas con apofisis estiloides elongada tienen
sintomas. Debemos tener en cuenta que una apofisis
estiloides elongada no es patognomonico de sindrome
de Eagle, ya que habrd muchas personas que tengan esta
elongacion sin sintomas asociados con el sindrome de
Eagle. Por lo anterior, es importante hacer la correlacion
clinica con los estudios de imagen y tener siempre en
cuenta los diagnosticos diferenciales.
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