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Fistulas del seno piriforme congénitas. Reporte
de 4 casos y revision de la literatura
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Francisco Rodriguez M.! y Patricio Cabane T.!

Congenital pyriform sinus fistula. Report of 4 cases and review

of the literature

Introduction: Pyriform sinus fistula is a rare cervical branchial anomaly derived from the third and fourth
branchial arch. Pyriform sinus fistula should be considered in children presenting enlarged neck mass, fis-
tula, abscess, thyroid infection and/or dysphonia. Objective: We here report 4 cases treated in Hospital Cli-
nico Universidad de Chile and review of the current literature on pyriform sinus fistula. Discussion: When
clinical presentation is compatible with pyriform sinus fistula, endoscopic and imaging techniques are
required. Surgical outcomes are better, although endoscopic therapies and combination of both surgery
and endoscopy have also reported good outcomes. Conclusion: Diagnosis is made based on signs and
symptoms and a high index of clinical suspicion. Open surgery is gold standard, however in pediatric
population endoscopic resolution should be considered to reduce the high morbidity of traditional surgery.
Key words: pyriform sinus fistula; branchial arch anomalies.

Resumen

Introduccion: Las fistulas del seno piriforme, originadas desde el tercer o cuarto arco branquial, son
entidades poco frecuentes. Se pueden presentar como aumento de volumen cervical, fistula cervical, abs-
ceso cervical, tiroiditis abscedada y/o disfonia. Objetivo: Reportar 4 casos tratados en nuestro hospital y
revision de la literatura. Discusion: Frente a un cuadro clinico compatible, se debe realizar estudio endos-
copico y de imagenes. El manejo quirdrgico sigue siendo el de mejores resultados, pero se han desarro-
llado terapias endoscopicas y combinaciones de estas con buenos resultados. Conclusion: El diagnostico
requiere un alto indice de sospecha clinica. La cirugia abierta se mantiene como el gold standard, sin
embargo, en poblacion pediatrica estaria indicada la resolucion endoscopica debido a la alta morbilidad
de la cirugia tradicional.

Palabras clave: fistulas del seno piriforme; anomalias de los arcos branquiales.

Introduccion

Las anomalias del desarrollo branquial represen-
tan alrededor del 17% de las masas cervicales en la
poblacion pediatrica. De estas, las mas frecuentes
se originan en el segundo arco branquial, seguidas
en segundo lugar, por las del primer arco y solo el
3-10% corresponderian a anomalias del tercer y
cuarto arcos branquiales'. La alteracion en el desa-
rrollo embrionario se puede traducir en un quiste,
seno o fistula branquial, dependiendo del tipo de
falla en la obliteracion de este. Al ser una malfor-
macion congénita, su diagnostico generalmente es
en nifios, pero al tratarse de una entidad de baja fre-

cuencia, y que ademas puede mantenerse asintoma-
tica por largo tiempo, es por lo que su diagndstico
se realiza en adultos hasta en la mitad de los casos?.
Para esto se requiere de una alta sospecha clinica.
El propdsito de este trabajo es el reporte de 4 casos
tratados en el Hospital Clinico de la Universidad de
Chile y una revision de la literatura publicada sobre
esta entidad.

Pacientes y Método

Trabajo descriptivo retrospectivo, incluyendo
todos los pacientes con fistulas del seno piriforme


mailto:dr.rappoport@gmail.com
mailto:rappoport@u.uchile.cl

FISTULAS DEL SENO PIRIFORME CONGENITAS. REPORTE DE 4 CASOS Y REVISION DE LA LITERATURA - D. Rappoport W. et al.

tratados en el Hospital Clinico de la Universidad de
Chile durante un periodo de 10 afios (2006-2016).
Para esto se reviso el registro institucional por diag-
noéstico de egreso hospitalario, y de estos, se hizo
una revision de la ficha clinica. Ademas se realizd
una revision de la literatura tanto en espafiol como
en inglés sobre el tema.

Casos

Caso n’ 1

Paciente de 15 afios, de sexo femenino, quien
consulta por cuadro de 10 dias de evolucion carac-
terizado por aumento de volumen cervical izquier-
do, sensible, asociado a fiebre de 38 °C, cefalea y
rigidez cervical. Se indica tratamiento antibiotico
con amoxicilina y acido clavulanico por 10 dias,
con mala respuesta, por lo que consulta al servicio
de urgencias. Se solicita tomografia computarizada
cervical en la que destaca absceso de 3,2°3 cm,
entre el seno piriforme izquierdo y el polo superior
del 16bulo tiroideo ipsilateral (Figura 1). Se realiza
drenaje quirtrgico asociado a tratamiento antibiotico
intravenoso; 48 h mas tarde se realiza exploracion
cervical, reseccion del quiste y cierre de la fistula.
Evoluciona favorablemente por lo que se indica alta
al segundo dia posoperatorio. Biopsia compatible
con lesion quistica abscedada, sin malignidad en lo
examinado. La paciente se encuentra asintomatica,
sin evidencias de recidiva en 63 meses de segui-
miento.

Caso n’° 2

Paciente de 20 afios, de sexo masculino, presenta
absceso cervical izquierdo con ecografia cervical
y tomografia computarizada de cuello compatibles
con absceso peritiroideo izquierdo con prolongacion
a seno piriforme ipsilateral. Se indica tratamiento
antibiotico con amoxicilina y acido clavulanico por
14 dias, con buena respuesta. Se realiza tomografia
computarizada de control 2 afios y medio después,
que resulta sin imagenes sugerentes de fistula re-
sidual u otra lesion; el esofagograma no muestra
extravasacion de medio de contraste y en el tltimo
control, 72 meses después, el paciente se encuentra
asintomatico y sin aumento de volumen al examen
clinico.

Caso n’° 3

Paciente de 23 afios, de sexo femenino, con an-
tecedentes de shock séptico secundario a absceso
cérvico-mediastinico drenado en otro centro un afio
previo a la consulta. Ademas, presenta antecedente
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Figura 1. Tomografia computarizada del cuello con contraste intravenoso del caso n° 1. Cortes
coronal y axial en los que se evidencia absceso en relacion con seno piriforme izquierdo y polo

superior de l6bulo tiroideo izquierdo.

de trombofilia (déficit de proteinas C y S) y emba-
razo de 23 semanas al momento en que consulta por
aumento de volumen cervical izquierdo doloroso. Es
evaluada en el servicio de urgencias, donde se so-
licita eco cervical que muestra absceso peritiroideo
izquierdo de 2 cm de diametro. Se indica tratamien-
to antibiotico; consulta a las 48 h por mala respues-
ta; se objetiva crecimiento de la lesion a 3 cm que
impresiona, en esta oportunidad, de localizacion
intratiroidea izquierda; ademas presenta alza de pa-
rametros inflamatorios, por lo que se decide la hos-
pitalizacion y el manejo con tratamiento antibiotico
intravenoso con ceftriaxona asociada a clindamicina.
La paciente evoluciona con buena respuesta clinica,
la cual se objetiva ademas con una nueva ecografia
cervical que muestra la reduccion de la lesion a
1 cm. Es evaluada por infectologia, quienes deci-
den mantener profilaxis antibidtica secundaria con
amoxicilina hasta la resolucion. Seis meses después
—3 meses posparto— acude a control, refiere disfagia
lateral derecha, sin molestias a izquierda. Se solicita
resonancia nuclear magnética, que no muestra lesion
residual ni imagenes sugerentes de fistula. Desde
el punto de vista clinico, actualmente se encuentra
asintomatica y permanece con profilaxis secundaria
hasta el tltimo control a los 9 meses.

Cason’ 4

Paciente de 18 anos, de sexo femenino, con ante-
cedente de absceso cervical profundo 2 afios previos
a la consulta y diagnoéstico de adenitis de probable
foco odontogénico, que requiri6 drenaje quirtirgico.
A los 5 meses previos al ingreso presenta pequefio
aumento de volumen en la base de cuello izquierdo,
que evoluciona con gran compromiso del estado ge-
neral, fiebre, calofrios, contractura cervical y cervi-
calgia. Se hospitaliza en esa oportunidad por sepsis
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Figura 2. Esofagograma preoperatorio
del caso n° 4, en el que se evidencia
extravasaciéon de medio de contraste
desde el seno piriforme izquierdo y tra-
yecto fistuloso. La flecha amarilla indica
el final de trayecto fistuloso.
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de foco cervical secundario a absceso profundo del
cuello, requiriendo drenaje percutaneo por radiolo-
gia intervencional asociado a tratamiento antibiotico
con amoxicilina, el que se mantiene como profilaxis
secundaria hasta la resolucion.

Se realiza estudio de manera ambulatoria con
tomografia computarizada del cuello, que evidencia
imagen compatible con fistula del seno piriforme
izquierdo y esofagograma que confirma el diag-
noéstico (Figura 2). Se realiza la primera interven-
cién en nuestro centro con reseccion de la fistula
del seno piriforme, que se envia a biopsia rapida
compatible con trayecto fistuloso e inflamacion
cronica perilesional; evoluciona favorablemente por
lo que se indica el alta al segundo dia. La biopsia
definitiva confirma el diagnostico. Clinicamente
asintomatica, el control con esofagograma 5 meses
después informa de hallazgos compatibles con fis-
tula de escaso débito del seno piriforme izquierdo.
Se decide nueva intervencion, con doble abordaje:
abierto y endoscopico. En esta ocasion, a través de
laringoscopia directa, en la base del seno piriforme
izquierdo se logra evidenciar una apertura de fis-
tula de 1 mm, la cual se canula. Por cervicotomia
anterior se identifican estructuras y canulas, se

reseca el remanente asociado a lobectomia tiroidea
izquierda y se practica refuerzo del cierre de fistula
con colgajo de esternocleidomastoideo. La paciente
evoluciona favorablemente y se da de alta al segun-
do dia posoperatorio. El control con esofagograma
un mes después se muestra sin evidencia de fistula
residual, y a los 10 meses de seguimiento la paciente
se encuentra asintomatica.

Discusion

Las fistulas del seno piriforme son una entidad
poco frecuente, por lo que requieren una alta sos-
pecha clinica, para poder llegar a su diagnostico'*.
Estas se presentan en un 95% de los casos a la
izquierda y clinicamente se pueden presentar como
aumento de volumen cervical, fistula cervical, abs-
ceso cervical, tiroiditis abscedada y/o disfonia'“. Por
lo que debemos tener como diagnoéstico diferencial,
ante estos cuadros clinicos, la posibilidad de una
fistula de tercer o cuarto arco.

Estas fistulas se originan en el seno piriforme.
Las del tercer arco lo hacen en la base del seno, atra-
viesan la membrana tirohioidea, a través o adosada
al 16bulo tiroideo, profundo al nervio glosofaringeo,
pero superficial al laringeo superior®. En cambio,
las que se originan en el cuarto arco parten del apex
del seno, con un trayecto similar pero profundo
al nervio laringeo superior y superficial al nervio
laringeo recurrente, pudiendo completar el trayecto
de este nervio®.

Una vez sospechada, se debe iniciar el estudio, el
cual se basa en los estudios endoscopicos e image-
nes. En el estudio endoscopico, el fin es certificar la
apertura en el seno piriforme y objetivar si esta se
localiza en la base o en el apex de este, con un VPP
del 90%?*. Esto permite diferenciar las fistulas del
tercer arco de las del cuarto arco.

Con respecto a las imagenes, habitualmente se
inicia el estudio con una ecografia, la que va a mos-
trar hallazgos inespecificos con un VPP del 33%.
En un esofagograma, se puede apreciar la extrava-
sacion del medio de contraste, contrastando a veces
el trayecto completo del seno o fistula, con un VPP
del 88-100%*. Esto nos permite no solo realizar el
diagnéstico, sino también orientar el trayecto y la
magnitud de la reseccion necesaria para resolver
de manera correcta el cuadro. Es muy importante
diferir este estudio al menos de 6 a 8 semanas luego
de una sobreinfeccion, ya que la inflamacion po-
dria obstruir la apertura en el seno, dando un falso
negativo al examen’. La tomografia computarizada
también tiene un rol importante ya que nos puede
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mostrar en forma tridimensional aire en el posible
trayecto fistuloso, extension del absceso, pérdida
de la rapida atenuacion del contraste del tiroides,
obliteracion del seno piriforme, compromiso me-
diastinico, etc.. Es importante resaltar que esta
técnica se enriquece del uso de medio de contraste
intravenoso y oral, logrando con este ltimo una
fistulografia tridimensional cuando se contrasta la
fistula, alcanzado un VPP de hasta un 88%°. Hay
otros que prefieren el uso de resonancia magnética,
la que podria discriminar mejor en partes blandas
la zona de la fistula, absceso, etc., pero con un VPP
inferior del orden del 63%°.

Una vez realizado el diagnostico, se debe definir
el tratamiento, que puede ser: conservador, endos-
copico, quirargico o combinaciones de estos. El
manejo conservador se basa en el uso de antiinfla-
matorios asociados a antibidticos. Estos pueden ser
de amplio espectro, o enfocados a los agentes mas
frecuentes, que pueden variar segiin la poblacion.
Ahn et al.? demostraron, en una poblacion coreana,
que las bacterias mas frecuentes en los cultivos de
nifios eran estreptococos grampositivos, en cambio,
en los adultos era una bacteria gramnegativa, Kleb-
siella pneumoniae.

El tratamiento endoscopico se basa en el cierre de
la apertura de esta. Eso habitualmente se logra con
la cauterizacion de la apertura en el seno, ya sea con
electrocauterio, 4cido tricloroacético, nitrato de plata
o Fibrin glue®, con tasas de éxito del 75%%. Este
tipo de tratamiento ha sido muy popular en niios,
especialmente en menores de 8 afios. Esto porque
tiene cifras aceptables de éxito, con una baja morbi-
lidad. En este subgrupo, la morbilidad de la cirugia
abierta puede llegar hasta el 10%, la cual baja con-
siderablemente en pacientes mayores de 8 afios, en
los que llega a menos del 2%?*. Una modificacion de
esta técnica la hicieron Josephson y Black!, quienes
describieron la cauterizacion asociada a la sutura
endoscopica de esta en un caso.

El tratamiento quirargico abarca desde el drenaje
solamente, con tasas de falla cercanas al 100%, a la
fistulectomia abierta, con tasas de éxito del 85% que
suben al 92% al asociar la hemitiroidectomia ipsila-
teral®. El grupo de Givens et al.’ asocian a esta téc-
nica un colgajo de esternotiroideo de base superior,
que lo rotan para reforzar el cierre de la apertura en
el seno, sin recidivas en este grupo de pacientes.

Se ha descrito la combinacion de técnicas endos-
copicas asociadas a la cirugia en diferentes modali-
dades. Arunachan et al. describen la cauterizacion
endoscopica asociada a la fistulectomia y hemitiroi-
dectomia abiertas en solo 5 casos, pero sin recidivas
al cabo de 3 anos!'®.
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En nuestra serie, hay 2 pacientes que se resol-
vieron quirtirgicamente. En uno de ellos hubo que
reintervenir, en esa oportunidad, el aporte del apoyo
endoscdpico para objetivar la apertura, y el cierre de
esta misma durante la cirugia abierta fue fundamen-
tal para el éxito. En los 2 casos que se resolvieron
con manejo conservador, llama la atencion que en
los controles posteriores, no se ha podido demostrar
la fistula, lo que plantea la duda de si, secundaria
a la infeccion, la inflamacion habria sido capaz de
obliterar la fistula.

Conclusion

Las fistulas del seno piriforme son una entidad
poco frecuente, formando parte del espectro de las
anomalias del desarrollo de los arcos branquiales.
Su diagnostico requiere una alta sospecha clinica.

La cirugia abierta sigue siendo el gold standard
del tratamiento, sin embargo, en la poblacion pedia-
trica, en especial en los menores de 8 afos, se pre-
fieren los tratamientos endoscopicos, ya que a pesar
de tener tasas de éxito menores, la cirugia abierta
tiene una elevada morbilidad en este subgrupo de
pacientes.
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