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EDITORIAL

Investigar y publicar: buena gimnasia para un médico

Rodrigo M. Torres

Director de la revista OCE

ivimos en una sociedad cada vez mas exi-
\ / gentemente exitista donde la ficcion corre
detras de la realidad y el ejercicio médico
necesita mas que el recuerdo de los aplausos del
comienzo de la pandemia. Hace poco una médica
joven me comento que queria diferenciarse posi-
tivamente del resto y todavia no le dije que ella
ya es diferente s6lo por el hecho de plantearselo.
En este texto deseo poder motivar a mis cole-
gas, sean jovenes o peinen (o tifian) canas o a
aquellos que ya no tienen nada que peinar, a rea-
lizar tareas de investigacion y publicarlas. De este
modo, podran diferenciarse positivamente, mas
que del entorno, de su propio pasado, porque
siempre se puede mejorar.

;Publicacion cientifica?

En épocas donde casi todo se publica en las
redes sociales, las publicaciones cientificas siguen
estando vigentes. Se diferencian del resto por-
que tienen un mecanismo que permite construir
conocimiento solido. Minusculos aportes de per-
sonas que llamaremos autores, que piensan algo
y lo construyen, primero en su mente y luego lo
comprueban recorriendo lo que se denomina el
camino de la metodologia de la investigacion.
Arriban asi a unos resultados que pasan a ser
interpretados y discutidos para finalmente con-
cluir en respuesta a un objetivo puntual previa-
mente planteado. De esta manera se concreta un
estudio —que es una investigacion— que podra
realizarse sobre un grupo definido de partici-
pantes (poblacién) donde se evaluara una o mas
intervenciones y desenlaces. Pero para que un
estudio esté completo deberd transformarse en

una publicacion cientifica; y para cumplimentar
esta etapa debera superar un proceso editorial
dentro del cual hay una fase fundamental que es
la revision por pares. Es como si se tratara de una
prueba de obstaculos donde se van considerando
aspectos estructurales, metodoldgicos, éticos y de
redaccion, priorizando la originalidad, la veraci-
dad y la reproduccion del contenido.

{Qué publicar?

Responderé esta pregunta con mds pregun-
tas: un médico con mucha actividad clinico qui-
rurgica, jpuede pensar en publicar algo? ; Usted
cree que en su practica diaria hace algo relevante?
sDesea compartirlo con el resto de sus pares y
convertirlo en una publicacion cientifica que de
una forma u otra lo trascendera a usted mismo?
Porque lo publicado quedara... aunque usted ya
no esté. ;Tiene algin caso interesante? ;Algun
paciente que le haya quitado el suefio? ;Sabe real-
mente como han quedado los pacientes operados
entre “tal fecha y tal otra”? ;Sabe si sus resulta-
dos son igual de buenos (o no) ahora, con ese
nuevo equipo que tanto le ha costado? ;Son sus
resultados iguales a los que tenia hace 30 afios
cuando comenzd en la especialidad? ;Ha mejo-
rado o le va peor? En su practica, ;la tecnologia
esta generando cambios sustanciales que justifi-
can su inversion?

No responda a las preguntas sélo con lo que
usted cree. Lo que percibe es muy importante,
pero ademas necesita medirse de forma objetiva
y sin sesgos. La medicina actual se basa en evi-
dencias cientificas (no alcanzan las opiniones y
las percepciones). La evidencia se construye con
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estudios y dijimos que “un estudio” es una investi-
gacion. Usted puede ejercer la medicina tomando
las evidencias que otros producen (que tal vez
no aplican del todo a su drea de trabajo), pero
también podra contrastarlas con las que usted
mismo genera. Siempre hay algo que se puede
estudiar, que sea original y principalmente que
tenga utilidad.

iPor qué publicar?

Un médico que publica es un médico que hace
mas que otros. Publicar en una revista cientifica
expresa tiempo, dedicacion y deseos de conocer
y compartir conocimientos, de aprender constan-
temente, ya que desde que se disefia un estudio
hasta que se escribe el articulo, ese médico esta
actualizandose, buscando qué han hecho otros en
relacion con su tema de estudio y cémo encon-
trar algtn rasgo de originalidad en lo que desee
estudiar. Piense que cuando escribe, quienes lo
leeran después esperaran que usted haya sido, al
menos por unos instantes, quien mas haya sabido
del tema en el momento de la redaccion del arti-
culo. Lo dicho: un médico que publica hace mas
que otros. No digo necesariamente que sea mejor
médico, pero realizar el ejercicio de investigar
y publicar le permite desarrollar herramientas
que otros no tienen, sin mencionar el aspecto
académico y curricular, que le dara la ventaja
en la practica clinica de poder expresarle a sus
pacientes datos propios. A su vez, los pacientes
aprecian que su médico investigue y publique.
Hacer investigacion y publicar —para médicos
con mucha actividad asistencial— resulta un
saludable ejercicio que otorga gratificaciones en
diferentes ambitos. Lo invito a probar.

{Qué es OCE y como publicar?

OrrarMorocia Crinica Y EXpERIMENTAL (OCE) es
una revista que aborda todos los temas relaciona-
dos con las ciencias de la visién y es la publicacion
cientifica del Consejo Argentino de Oftalmologia.
Significa que lo publicado en ella tiene el respaldo
de una institucion reconocida a nivel internacio-
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nal. Actualmente OCE cumple 15 afos de trayec-
toria con un gran crecimiento de trabajos recibi-
dos de toda Hispanoamérica. Este afio evoluciona
para ser mas agil y eficiente exclusivamente en
un formato digital (ver editorial “La OCE evo-
luciona™) e intenta perfeccionarse mediante una
mejoria continua en todo su proceso editorial.

Pero, ;cémo publicar? Justamente en nuestra
web esta la “Informacién para autores” donde
encontrard al detalle los aspectos relacionados
para confeccionar su articulo. Pero lo que dife-
rencia a OCE del resto de las revistas es un ser-
vicio de interaccion continua y personalizada
durante el proceso editorial. Buscamos que los
autores que sean noveles o que tengan vasta expe-
riencia se enriquezcan desde el mismo momento
que envian su trabajo. Hay veces que no es nece-
sario sugerir cambios ni solicitar modificaciones
y el trabajo, tras una primera evaluacion por
miembros del comité editorial, pasa a la fase de
revision por pares. Pero en otras ocasiones suge-
rimos mejoras en aspectos metodolégicos y de
redaccion. Los ayudamos buscando y facilitan-
doles los articulos méas adecuados que deberian
referenciar. También asesoramos sobre el disefio
de tablas y figuras y asistimos si es necesario en
la redaccion o correccion del resumen en inglés.
Hasta nos encargamos de realizar un resumen
de su articulo en portugués. A su vez, tenemos
un canal abierto para que puedan consultar-
nos sobre aspectos basicos antes de realizar un
estudio. De esta forma, podemos asesorarlos y
acompanarlos para que se animen a investigar
y posteriormente a publicar en nuestra revista
OCE.

La importancia de lo que leemos

A lahora de escribir un trabajo hay algo funda-
mental: citar adecuadamente. Las citas en el texto
referencian a los trabajos que se han privilegiado
sobre otros cuando se hizo la revision bibliografica
del tema (primer paso incluso antes de comenzar a

! Casiraghi JE La OCE evoluciona. Oftalmol Clin Exp 2021; 14: 264.
https://revistaoce.com/index.php/revista/article/view/80/115
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realizar la investigacion). El listado de referencias
de un trabajo habla de lo que han leido sus autores.
Las citas son fundamentales para la construccion
dela Introduccién, pero también a la hora de jerar-
quizar la Discusion de un escrito. Deseo resaltar la
importancia que tiene para un médico saber bus-
car informacion. Recomiendo no caer en las redes

Oftalmol Clin Exp (ISSN 2718-7446)
2022; 15(1): e1-€3.
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de las redes sociales y hacer el ejercicio de realizar
busquedas bibliograficas asiduamente, donde con
la practica se aprende a seleccionar qué leer, ya
sea para resolver el caso de un paciente o también
para poder hacer investigacion y publicar. Ante
la duda, consulte al comité editorial de la revista
OCE. Estamos esperando su contacto.
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Resumen

La neuropatia dptica hereditaria de Leber es un
trastorno que se caracteriza por la pérdida de la vi-
sion central de manera bilateral, indolora, aguda o
subaguda, que conduce a una atrofia optica grave
altamente invalidante para los pacientes. Es cau-
sada por mutaciones puntuales del ADN mitocon-
drial, por lo que predominan en el sexo masculino.
Su diagnoéstico definitivo esta dado por estudios
moleculares y el tratamiento es principalmente
sintomatico. Se ha demostrado que la idebenona
puede mejorar la agudeza visual en algunos pa-
cientes.

Palabras clave: neuropatia 6ptica hereditaria de
Leber, mutacion mitocondrial, idebenona, enfer-
medades genéticas.

Clinical features and treatment of Leber
hereditary optic neuropathy: is genetic
therapy the future?

Abstract

Leber hereditary optic neuropathy (LHON) is a dis-
order characterized by acute or subacute bilateral,
painless central visual loss leading to severe optic
atrophy, which is a highly disabling condition for
patients. It is caused by mitochondrial DNA point
mutations and therefore it occurs predominantly
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in males. Final diagnosis is based on molecular ge-
netic tests and its treatment is mainly symptomat-
ic. Idebenone has been proven to improve visual
acuity in some patients.

Key words: Leber hereditary optic neuropathy,
mitochondrial mutation, idebenone, genetic dis-
orders.

Caracteristicas clinicas e tratamento da
neuropatia optica hereditaria de Leber, a
terapia génica é o futuro?

Resumo

A neuropatia Optica hereditaria de Leber é um
transtorno caracterizado por perda bilateral, indo-
lor, aguda ou subaguda da visdo central, levando a
uma atrofia dptica grave, altamente incapacitante
para os pacientes. E causada por mutacdes pon-
tuais no DNA mitocondrial, razdo pela qual predo-
minam no sexo masculino. Seu diagnéstico defini-
tivo é dado por estudos moleculares e o tratamento
¢ principalmente sintomatico. O uso da idebenona
demonstrou melhorar a acuidade visual em alguns
pacientes.

Palavras-chave: neuropatia optica hereditaria de
Leber, mutagdo mitocondrial, idebenona, doencas
genéticas.

Introduccion

La neuropatia Optica hereditaria de Leber
(NOHL) causa ceguera irreversible de forma
progresiva, teniendo gran impacto en la calidad
de vida de las personas’.

Es un desorden mitocondrial que afecta a
1:14.000 hombres®. Las enfermedades inheren-
tes del metabolismo energético mitocondrial
son la mayor causa de enfermedades metaboli-
cas que afectan mas de 1/5.000 de la poblacién®.
Por encima del 90% de los pacientes con NOHL
europeos y norteamericanos presentan una de las
3 mutaciones patogénicas de DNA mitocondrial
(m.3460 G >A, m.11778G >A, y m.1448 T> C),
el cual afecta el complejo (nicotinamida adenina
dinucleodtido-ubiquinona oxidoreductasa) de la
cadena respiratoria mitocondrial.
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La NOHL suele ser prevalente entre los varones
adultos jovenes, siendo la edad media 24 afos®
En la fase aguda, los pacientes describen una pér-
dida de vision en color monocular seguida de una
disminucién subaguda e indolora de la agudeza
visual central, acompanada de un escotoma cen-
tral caudal cada vez mayor. El segundo ojo suele
seguir un curso similar en un plazo de 3 meses'y
son raras las mejoras significativas de la agudeza
visual (AV) en los pacientes con m.11778A>Gy
m.3460A>G.

En la fase crénica, los pacientes suelen tener
un déficit visual bilateral que es simétrico y de
por vida?.

Etiologia

La NHOL esta dada por mutaciones que se
producen en el ADN mitocondrial (ADNmt).
Las tres mutaciones puntuales del ADNmt
mds comunes son: m.3460G>A MT-NDI
(5%-10%), m.11778G>A MT- ND4 (50%-
70%), y m.14484T>C MT-ND6 (15%-30%)*>.
Fundamentado en los datos de MitoMap, hay
16 mutaciones mas del ADNmt relacionadas
con NOHL.

La genética de las enfermedades mitocondria-
les es compleja, puede presentarse por herencia
materna, segregacion aleatoria o niveles de hete-
roplasmia. El ADNmt se hereda a través de la
linea materna ya que el espermatozoide humano
solo tiene unas pocas mitocondrias que no contri-
buyen en gran medida al cigoto. En consecuencia,
el ADNmt de un nifio con mutaciones se heredara
exclusivamente de la madre*.

La NOHL es una enfermedad compleja con
desencadenantes genéticos y ambientales mul-
tifactoriales que interactuan con mutacion del
ADNmt®. Los estudios han aportado pruebas
convincentes de que el tabaquismo excesivo y el
consumo excesivo de alcohol podrian conducir
ala pérdida visual en los portadores de mutacio-
nes de NOHLS". Se ha descrito una asociacién
de NOHL con diferencias hormonales, especial-
mente con mayores niveles de estrégenos circu-
lantes en las mujeres. Esto implicaria un segundo
pico de portadoras de NOHL que se convertiria
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en el periodo perimenopausico o menopausico,
pero todavia no hay datos solidos que sugieran
que esto sea asi. Las células ganglionares de la
retina (CGR) expresan altos niveles del receptor
beta de estrogenos y se sabe que los derivados de
los estrégenos ejercen un efecto neuroprotector
en condiciones de mayor estrés celular''2

Caracteristicas clinicas

La NOHL es una de las enfermedades mito-
condriales que en la mayoria de los casos afecta
exclusivamente a las estructuras oculares. Se ha
reportado que una parte de los casos también
presenta sintomas neuroldgicos'> " o lesiones en
la sustancia blanca, similares a la esclerosis mul-
tiple (EM)'¢"”. En esos casos, la enfermedad se
denomina sindrome de NOHL plus.

Sintomas oculares

Insuficiencia subaguda bilateral e indolora de la vision
central

« En la mayoria de los casos, el segundo ojo
suele verse afectado en un periodo de 12 meses
(tiempo promedio de 3-4 meses) desde la pre-
sentacion inicial. La pérdida visual bilateral
concurrente se produce en aproximadamente
el 25% de los pacientes. En muchos casos, la
agudeza visual oscila entre el cuenta dedos y la
percepcion de la luz, lo que hace que los pacien-
tes sean legalmente ciegos. Puede haber una
regresion visual parcial espontdnea en casos
muy aislados; es mas previsible que ocurra en
pacientes que tienen la mutacion m.14484T>C
que en los que tienen la variante patogénica
m.11778G>A o m.3460 G>A'.

El debut de la NOHL en la infancia se consi-
dera como aparicion temprana y es un factor
de mejor prondstico, manifestindose con un
lento deterioro de la AV'**°. Ademas, presenta
pérdida de la vision del color que afecta sobre
todo al sistema rojo-verde® y reducciéon de la
sensibilidad al contraste. Las pruebas de campo
visual muestran un escotoma central o centro-
cecal denso®' .
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« Estudios electrofisioldgicos: la electrorreti-
nografia de patrones (ERGp) y potenciales
(PERG), y los potenciales visuales evocados
(PEV) muestran una disfuncion del nervio
opticoy de las células ganglionares de la retina®.
Algunos estudios muestran que el registro de la
respuesta fotopica negativa (phNR) podria ser
una prueba informativa en la NOHL*.

Signos neuroldgicos que se asocian a la NOHL

El temblor postural, neuropatias periféricas,
anomalias de la conduccién cardiaca como el
sindrome de preexcitacion, trastornos del movi-
miento y sintomas psiquidtricos se encuentran
asociados con mal prondstico, denominandose
NOHL plus>.

La pérdida de vision es diferente a la de la
NOHL clasica: se producen episodios recurren-
tes de pérdida visual que pueden estar asociados
a dolor ocular. Después de cada uno de estos epi-
sodios la pérdida de vision retrocede soélo par-
cialmente, lo que puede conducir a la ceguera
total en la mitad de los pacientes”. Ademas, se
ha descrito desarrollo de desmielinizacién dise-
minada del sistema nervioso central en pacientes
con neuropatia dptica bilateral, caracterizada por
lesiones periventriculares de la sustancia blanca,
pero no hay bandas oligoclonales en el liquido
cefalorraquideo que indican inflamacion del sis-
tema nervioso central®?®.

Hallazgos de imagenes multimodales en NOHL

Los campos visuales revelan un escotoma cen-
tral o cecocentral que empeora progresivamente
con el tiempo®. La tomografia de coherencia
optica (OCT) muestra un engrosamiento inicial
de las fibras peripapilares temporales e inferio-
res, al que sigue el engrosamiento de las fibras
superiores y, por tltimo, de las nasales. Las fibras
temporales se pierden primero y las nasales son
las que mas se conservan®.

Un signo clinico util, que distingue la NOHL
de la neuritis optica (diagnodstico diferencial cli-
nico mas importante de la NOHL), es la ausencia
habitual de un defecto pupilar aferente relativo
(DPAR). El mantenimiento de la respuesta pupi-
lar a la luz se debe en parte a la simetria bilate-
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ral del proceso de la enfermedad vy, en otra, a
la relativa escasez de células ganglionares de la
retina (MRGC) en la NOHL, tal y como reve-
lan las investigaciones posmortem™®. Estas célu-
las son aproximadamente el 1% del total de las
CGRy contribuyen principalmente al foto entre-
namiento circadiano, pero a través de las proyec-
ciones retinales al nucleo pretectal olivar (NPO),
también regulan el reflejo luminoso pupilar.

Los estudios clinicos han demostrado el man-
tenimiento de las respuestas pupilares en los
pacientes con NOHL' 2,

Etapas de NOHL

Asintomatica

Son pacientes que no presentan sintomatologia
pero son portadores de la enfermedad. Con el
uso de imagenes de OCT se confirmé el engro-
samiento de la capa temporal de fibras nervio-
sas de la retina en individuos asintomaticos con
una variante patogénica del ADNmt causante de
NOHL, lo que proporciona pruebas de que el haz
papilomacular es particularmente vulnerable en
la NOHL™.

Subaguda (desde el debut hasta los 6 meses)

Suelen ser asintomaticos hasta que desarrollan
una vision borrosa que afecta al campo visual
central del primer ojo (fase aguda). Sintomas
semejantes aparecen en el ojo contralateral una
media de dos a tres meses posteriores, de modo
que ambos ojos se ven afectados en la mayoria de
los casos en un plazo de seis meses. El dafo unila-
teral del nervio dptico es muy raro en los pacien-
tes con NOHL y en tales casos debe excluirse acti-
vamente otro proceso patologico subyacente. La
caracteristica mas comun es un escotoma central
o centrocecal que se agranda y a medida que el
defecto del campo aumenta en tamafo y densi-
dad, la agudeza visual se deteriora hasta llegar a
cuenta dedos o percepcion de luz. En esta fase,
incluso en los pacientes asintomaticos, se pueden
observar alteraciones especificas del fondo de ojo:
telangiectasia retinal de los vasos peripapilares,
edema de la capa de fibras nerviosas de la retina
peripapilar que progresan y finalmente se pro-
duce atrofia del nervio dptico’.
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Dinamica (6 a 12 meses)

Las alteraciones del fondo de ojo que se pro-
ducen en la fase subaguda van remitiendo lenta-
mente: el edema de la capa de fibras nerviosas de
la retina peripapilar va disminuyendo.

Crénica (mas de 12 meses)

La atrofia del nervio 6ptico progresa distin-
tivamente. El escotoma central o centrocecal se
amplia. La mayoria de los pacientes presentan
una discapacidad visual grave y son catalogados
como legalmente ciegos®. La OCT muestra el
adelgazamiento de la capa de fibras de la retina,
especialmente en las zonas temporales.

Opciones terapéuticas en NOHL
Vitaminas

Debido a la heterogeneidad clinica, bioquimica
y genética de las enfermedades mitocondriales,
todavia no existe un tratamiento estandarizado.
Un punto limitante es la inaccesibilidad de la
mitocondria como objetivo para posibles farma-
cos: un tratamiento potencial necesita entrar en la
matriz mitocondrial rodeada por dos membranas
lipidicas mitocondriales después de atravesar la
membrana celular.

Una combinacién variable de vitaminas, que
suele incluir la coenzima Q10 (ubiquinona),
tiamina y riboflavin, entre otras, sobre la base
de que pueden ser utiles para optimizar el sis-
tema de fosforilacién oxidativa mitocondrial y
es muy poco probable que causen dafios en las
dosis prescritas®.

Coctel de vitaminas

La coenzima Q10 (ubiquinona) actiia como
un portador moévil de electrones (complejo I/ITa
complejo III) y tiene ademas propiedades antioxi-
dativas. Aunque la deficiencia de ubiquinona es
una indicacidn clara para el tratamiento con dosis
altas (500-1000 mg/dia) de coenzima Q10*, este
compuesto también se prueba en muchas otras
enfermedades mitocondriales, generalmente con
dosis mas modestas, entre 90 a 300 mg/dia*. La
principal indicacion para manejo es la deficiencia
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en el complejo I o complejo II (50-100 mg/dia
oral) en relacion con la deficiencia de ubiquinona
causada por mutacion en ETFDH?*-,

Algunas vitaminas se usan principalmente
como parte de un coctel de antioxidantes, por
ejemplo, tiamina, vitamina C y vitamina E. La tia-
mina, a menudo usada para tratar pacientes con
deficiencia de piruvato deshidrogenasa (PDH),
se la conoce por potenciar la actividad de la PDH
y aumentar la disponibilidad de piruvato para su
oxidacion™.

Biotina es una vitamina hidrosoluble que sirve
como enzima esencial para 5 carboxilasas®. La
biotina y la tiamina se usan en el tratamiento
de enfermedades ganglio basales responsables
de biotina, causadas por mutaciones en el gen
SLC19A3%. Ademas la biotina también se usa
en pacientes con mutaciones de deficiencia de
biotinidasa, la cual es conocida como sindrome
de Leigh imitado.

Muchos pacientes con enfermedades mitocon-
driales corren el riesgo de padecer una deficiencia
de vitamina D debido a su mala salud crénica,
escasa exposicion solar (inmovilidad) o a la pri-
vacion en la dieta.

Idebenona

La idebenona es un potente antioxidante e
inhibidor de la peroxidacion lipidica que inte-
ractda con la cadena de transporte de electro-
nes mitocondrial y facilita el flujo de electrones
mitocondriales en la derivacidon del complejo 1.

La eficacia de la idebenona oral 900 mg/dia
en el tratamiento de la NOHL se ha evaluado en
el Rescue of Hereditary Optic Disease Outpatient
Study (RHODOS), primer ensayo multicéntrico,
doble ciego, controlado con placebo realizado en
pacientes con esta enfermedad donde se escogié
el régimen de idebenona 300 mg tres veces al
dia. Estudios previos habian demostrado que esta
dosis se toleraba bien y estaba dentro del rango
considerado de efectos farmacodinamicos plau-
sibles en humanos*. La idebenona se administré
con alimentos debido a que aumentan conside-
rablemente la biodisponibilidad del farmaco®.

Se incluyeron 85 pacientes con mutaciones
puntuales de ADNmt G11778A, G3460A o
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T14484C que experimentaron su primera pér-
dida de vision hasta 5 afos antes del estudio,
(n=30) hacian parte del grupo placebo y (n=55)
del grupo idebenona se evaluaron durante 24
semanas. El 20% de los pacientes del grupo de
idebenona era capaz de leer una linea completa
de la tabla medida en Log-Mar, mientras que nin-
guno de los pacientes del grupo placebo mostré
mejora.

Dicloroacetato

El dicloroacetato (DCA) es un agente sintético
destinado a aumentar la disponibilidad de sus-
trato en la cadena respiratoria para mantener el
complejo PDH en un estado activo y reducir la
acumulacion de lactato en los tejidos corporales™®.
El DCA se usa para el tratamiento de la acidosis
lactica, un problema comun en las enfermeda-
des mitocondriales. No obstante, el tratamiento
con DCA puede conducir a neuropatia periférica
irreversible.

Los ensayos controlados no aportaron prue-
bas concluyentes de los beneficios del DCA en
pacientes con trastornos mitocondriales, pero
los informes de los reportes de caso sugieren
algiin beneficio del uso del DCA como opcién
de tratamiento®.

Elamipretida

La elamipretida o MTP-131 es un tetrapéptido
que se une a la cardiolipina, un fosfolipido diri-
gido exclusivamente a la membrana mitocondrial
interna (MMI)*!. La cardiolipina, a diferencia de
los fosfolipidos clasicos con dos colas hidrofo-
bicas, tiene dos grupos fosfato y cuatro cade-
nas laterales de acil, lo que da lugar a una forma
conica que asegura la fluidez y la flexién de la
membrana, esencial para la formacion de cristales
en la MMI* y el funcionamiento de la OXPHOS,
permitiendo la disposicion de los complejos res-
piratorios en supercomplejos®.

La elamipretida, al unirse a la cardiolipina a
través de interacciones electrostaticas e hidro-
fobicas, impide la conversion del citocromo c en
una peroxidasa, preservando su funciéon como
simple portador de electrones y promoviendo
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la OXPHOS. En estudios preclinicos se demos-
tr6 que la elamipretida protege las criptas mito-
condriales, aumenta la sintesis de ATP y reduce
la produccion de especies oxidativas reactivas
(EOR) independientemente del tipo de anomalia
mitocondrial*. La eficacia clinica se ha probado
desde 2010 con la formulacién comercial deno-
minada Bendavia en diferentes enfermedades que
comparten el fallo metabolico como patogéne-
sis comun, incluyendo la insuficiencia cardiaca,
la lesion renal aguda y la atrofia muscular. Sin
embargo, no hay evidencia significativa para el
manejo de NOHL con este medicamento.

Ensayos de terapia génica en NOHL

La terapia génica es un desafio: consiste en la
introduccién de un gen corregido dentro de la
mitocondria con el posterior paso de una doble
membrana que tiene ésta. Ademas, el ADNmt
es un genoma multicopia con complejas reglas
genéticas que gobiernan su expresion en caso de
mutacion, determinando a su vez la correlacion
genotipo-phenotype® . Algunos estudios explo-
ran la viabilidad de la administracion directa de
acidos nucleicos en las mitocondrias*’*¢. Una
probable via que se ha planteado y explorado es
la expresion de ARNm de tipo salvaje codificados
en el nucleo para las proteinas mitocondriales,
su importacion y traduccion dentro de las mito-
condrias para completar —en tltima instancia—
los genes mutantes endogenos codificados por
el ADNmt.

Terapia con células madre

El estudio de tratamiento oftalmoldgico con
células madre (SCOTS) y su posterior segui-
miento SCOTS 2 es uno de los estudios con
células madre para enfermedades oculares actual-
mente disponibles (www. clinicaltrials.gov NCT
01920867 y NCT 03011541). Esta perspectiva
terapéutica con células madre se basa en el tras-
plante aut6logo de células madre mesenquimales
derivadas de la médula ésea (BMSC)**° cuyos
efectos neuroprotectores se han descrito previa-
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mente en una variedad de modelos de animales
de lesion del nervio dptico, incluyendo hiperten-
sién ocular inducida por la ligadura de la vena
epiescleral, la isquemia-reperfusion, la seccion
del tracto optico y el aplastamiento del nervio
optico® =2

Células madre pluripotenciales inducidas

En el afio 2006 se incluyo6 una tecnologia revo-
lucionaria para reprogramar células somaticas de
pacientes en células madre pluripotentes indu-
cidas humanas (hiPSC)*. Estas pueden diferen-
ciarse en cualquiera de los tipos de células germi-
nales® o en organoides tisulares que reproducen
las dianas de la enfermedad in vitro®. Otro plan-
teamiento de desarrollo de la tecnologia de las
hiPSC es la utilizacion de éstas para regenerar
tejido perdido por neurodegeneracion, reconsti-
tuyendo idealmente los grupos de CGR y regene-
rando el nervio éptico, revirtiendo la ceguera en
pacientes cronicos sin esperanza’. Esta circuns-
tancia tedrica esta lejos de la aplicacion clinica,
pero simboliza una de las direcciones futuras mas
espectaculares para las opciones terapéuticas de
la NOHL.

Conclusiones

La NOHL genera una condicién incapacitante
para los pacientes que lo padecen, surgiendo la
necesidad de encontrar tratamientos que ayuden
a mejorar la agudeza visual y por tanto, la calidad
de vida.

En los ultimos afios se han estado estudiando
diversos factores relacionados con el NOHL,
tratando de entender su etiologia y los diversos
factores que se relacionan con ella. Se considera
que la mejor comprension de estos factores puede
proporcionar informacion necesaria para preve-
nir su aparicion, retrasar su curso clinico y/o ate-
nuar su gravedad.

Al conocer las mutaciones relacionadas y su
etiologia se considera atractiva la terapia génica,
sin embargo existe la necesidad de seguir investi-
gando para llegar a respuestas mas concluyentes.
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Actualmente se ha estimado fundamental el uso
de antioxidantes, como la idebenona, aprobada
como tratamiento para la NOHL; sin embargo
opinamos que diferentes enfoques terapéuticos
en combinacion dirigidos a distintos aspectos
mecanicos patdgenos y factores de la enferme-
dad podria tener mejores resultados.
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el estudio histopatoldgico de las muestras.
Resultados: El andlisis histologico demostré la pre-
sencia de histiocitos epitelioides, células plasmaticas,
linfocitos, neutrdfilos, tejido de granulacién, células
adiposas y tejido fibroso; patron compatible con in-
flamacion crénica lipogranulomatosa en varios esta-
dios y se descarto la presencia de bacterias.
Conclusiones: El chalazion es una reaccion lipogra-
nulomatosa en la que se descarta etiologia de causa
infecciosa. Se debe prestar atencion a su diagndstico
clinico y basar el tratamiento en medidas conserva-
doras y en la inyeccién de corticoides intralesionales,
descartando la aplicacién de antibioticos.
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Description of histological findings in
chalazion: etiology and treatment

Abstract

Objectives: To analyze the histology of chalazion
with the purpose of obtaining further information
to clarify its etiopathogenesis and support adequate
treatment.

Methods: An observational, descriptive and
cross-sectional study of 8 months was performed
including 12 patients diagnosed with chalazion who
had undergone a surgical procedure. Samples were
analyzed histopathologically with the use of hema-
toxylin-eosin, acid phosphatase, alkaline phosphatase
and Gram stains.

Results: Histopathological analyses evidenced the
presence of epithelioid histiocytes, plasma cells, lym-
phocytes, neutrophils, granulation tissue, fat cells
and fibrous tissue. This pattern was consistent with
chronic lipogranulomatous inflammation of varied
stages, and the presence of bacteria was ruled out.
Conclusions: Chalazion is a lipogranulomatous reac-
tion in which an infectious etiology is ruled out. Care-
ful attention should be paid when clinical diagnosis is
made, and treatment should be based on conservative
measures and involve intralesional corticosteroid in-
jections, but antibiotics should not be used.

Key words : chalazion, lipogranulomatous, meibo-
mian gland, histopathology.

Descricao da analise histoldgica
do calazio: etiologia e tratamento

Resumo

Objetivos: Analisar a histologia do caldzio com o ob-
jetivo de fornecer mais informagdes para esclarecer
sua etiopatogenia e fundamentar um tratamento ade-
quado.

Métodos: Foi realizado um estudo transversal ob-
servacional e descritivo transversal. Foram incluidos
12 pacientes diagnosticados com caldzio que tinham
sido operados durante 8 meses. Hematoxilina-eosina,
fosfatase acida, fosfatase alcalina e coloragao de Gram
foram utilizadas para o estudo histopatologico das
amostras.

Resultados: A andlise histologica mostrou a pre-
senca de histidcitos epitélioides, células plasmati-
cas, linfocitos, neutrofilos, tecido de granulacao,

* ISSN 2718-7446 * Volumen 15 « Ndmero 1« Marzo 2022

células adiposas e tecido fibroso; um padrao com-
pativel com a inflamacéo lipogranulomatosa croni-
ca em varios estagios e a presenca de bactérias foi
descartada.

Conclusées: O calazio é uma reagao lipogranulo-
matosa na qual a etiologia infecciosa ¢ descartada.
Deve ser dada aten¢ao ao seu diagnostico clinico e o
tratamento deve ser baseado em medidas conserva-
doras e na injegdo de corticosterdides intralesionais,
descartando a aplicagdo de antibidticos.
Palavras-chave: calazio, lipogranuloma, glandula
meibomiana, histopatologia.

Introduccion

El chalazién (chalacidn, quiste de Meibomio
o lipogranuloma de la glandula de Meibomio)
es una patologia palpebral frecuente en la pobla-
cién general, que afecta a todos los grupos de
edad y, aunque se han descrito mas casos en
mujeres jovenes y varones mayores de 50 afos,
su incidencia y prevalencia no se recogen en la
literatura'™.

Clasicamente se describe como una inflama-
cién crénica lipogranulomatosa que aparece
como una formacion nodular en el espesor palpe-
bral que puede ser inica o multiple. Es resultado
de la obstruccion de una o varias glandulas de
Meibomio y acumulacién del contenido lipidico
en su interior*® o de la ruptura de las glandulas
y liberacién de lipidos al tejido circundante” .

Aunque su etiologia sea indeterminada'? algu-
nos autores han considerado que se trata de un
proceso multifactorial’® descartando la posibilidad
de que se deba a causa infecciosa®.

Clinicamente se caracteriza por ser una enti-
dad benigna, indolora y localizada que remite
espontaneamente en un periodo medio de cinco
meses'* aunque puede prolongarse hasta pasados
cinco afos".

Su diagndstico es clinico, realizado frecuente-
mente en atencion primaria*°y, aunque parece
facil de diagnosticar, puede simular una gran
cantidad de lesiones benignas, premalignas y
malignas'*", destacando en este ultimo caso el
carcinoma de células sebaceas que puede llegar
a tener un 20% de mortalidad's.

el4



Oftalmologia Clinica y Experimental ¢ ISSN 2718-7446 « Volumen 15 * Ntmero 1+ Marzo 2022

En caso de sospecha de patologia maligna
es indispensable una confirmacién por anato-
mia patoldgica. Histolégicamente se observa
una reaccion lipogranulomatosa con células
gigantes. Cuando el proceso se hace crénico
se observa una reaccién no granulomatosa no
especifica con fibrosis e infiltracion de células
plasmaticas y linfocitos'’.

El tratamiento actual del chalazion puede
comprender una o varias pautas. Muchos
pacientes realizan medidas conservadoras
(higiene del parpado y compresas calientes) a lo
que generalmente se une un tratamiento topico
con antibidticos o antibidticos con antiinflama-
torio. También se puede indicar una inyeccién
intralesional de corticoides de liberacién lenta
(triamcinolona) o tratamiento quirurgico; estas
dos ultimas medidas resuelven el chalazién de
forma inmediata'> *>'* 1819 Existen estudios
que revelan que entre un 25% y un 43% de los
chalaziones se resuelven en menos de seis meses
sin tratamiento’ y hasta un 80% utilizando tra-
tamiento conservador'®.

Los tratamientos empleados para la resolucion
de la enfermedad no concuerdan con las posibles
etiologias descritas debido a que son mal diag-
nosticados y tratados como orzuelos. Aunque
algunos articulos propongan que un chalazién
se puede preceder de un orzuelo interno como
observacion en la practica clinica, no hemos
encontrado estudios que demuestren que un
chalazién se produzca por la cronificacion de
un orzuelo ni que consigan aislar microorganis-
mos causantes de esta anomalia, por lo que no
podemos afirmar la etiologia infecciosa, pero en
todos ellos se proponen los antibiéticos como
medida terapéutica>” 1.

Se trata de una patologia banal por lo que
muchas personas afectadas no consultan al
médico. Los estudios realizados hasta la actua-
lidad son escasos, existe variabilidad en las defi-
niciones encontradas en los textos y el trata-
miento que se utiliza hoy en dia —que no ha sido
modificado desde décadas atras'— no explican
su resolucion, por lo que debemos replantearnos
su eficacia en esta entidad.

Por lo anteriormente expresado, considerando
como hipotesis de partida que el chalazion es

el5

un proceso inflamatorio lipogranulomatoso, y
siendo entonces “la hipotesis nula” que el cha-
lazién no sea un proceso lipogranulomatoso,
el objetivo principal del presente trabajo fue
analizar la histologia de los chalaziones, plan-
teandose como objetivos secundarios clarificar
la etiopatogenia y fundamentar un tratamiento
adecuado.

Métodos

Se realiz6 un estudio observacional descrip-
tivo de tipo transversal en el que se incluyeron
12 pacientes diagnosticados de chalazién que
se intervinieron quirdrgicamente en el Hospital
Universitario Reina Sofia (Cordoba, Espana).

Se incluyeron en este estudio pacientes con
diagnostico clinico de chalazion citados para su
intervencion quirurgica en el periodo de tiempo
de ocho meses. No se establecié ningun criterio
de exclusion.

El trabajo se ha realizado con la conformidad
del Comité de Etica de la investigaciéon (CEI)
de Cordoba (Espafna), que ha considerado
que el presente estudio respeta los principios
fundamentales establecidos en la Declaracion
de Helsinki de 1964 de la Asociacion Médica
Mundial y enmiendas posteriores, y en el con-
venio del Consejo de Europa de 1996 relativo a
los derechos humanos y a la biomedicina.

En el periodo de tiempo que durd el estudio
fueron citados 14 pacientes para la intervencion
quirdrgica de chalazién pero finalmente solo
acudieron 12.

Los pacientes que se sometieron a cirugia
recibieron anestesia local (lidocaina 2%). En la
intervencién se realiz6 una incisién vertical u
horizontal, dependiendo de sila via de abordaje
era el tarso o la piel del parpado, respectiva-
mente. Con ayuda de una cureta se recogio el
material bioldgico contenido en el interior del
chalazion. Este material bioldgico se depositd
en un tubo Eppendorf de 0,5 ml, previamente
lleno de formol al 10% (fig. 1).

Las muestras pertenecientes a los pacientes 1,
2,3,4,5,6,7,8,9y10 se fijaron en formol al 10%
al menos durante 48 horas. Posteriormente se
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Figura 1. Proceso de obtencién de muestras para estudio histologico del chalazién: A) Inspeccién del chalazion. B) Asepsia con povidona
yodada. C) Inyeccion subcuténea de anestesia local (lidocaina 2%). D) Sujecion con pinza de chalazion y extraccion del contenido con cureta. E)
Introduccién del material en tubo Eppendor 0,5 ml relleno de formol 10%. F) Muestras identificadas conservadas en formol.

procedid a su inclusidn en parafina empleando
para ello un procesador Autotechnicon Mono®.
Los bloques se cortaron con un micrétomo Leitz®
a 5 pm de grosor y almacenados en estufa a 60°C
hasta su tincidn. Previamente a la tincion, las
muestras incluidas en parafina fueron sometidas
a un proceso de desparafinado e hidratacion.
La muestra correspondiente al paciente 12 se
procesé por congelacion. Para ello, el fragmento
se introdujo inmediatamente en un bote con-
teniendo suero fisiolégico. A continuacién se
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colocé en un molde conteniendo OCT* que fue
congelado rapidamente en nitrégeno liquido. De
estas muestras se obtuvieron secciones seria-
das de 8 um de grosor en un criostato Leica
CM1860° que se almacenaron en congeladores
a una temperatura de -20°C.

Las tinciones empleadas incluyeron: hematoxili-
na-eosina, tricrémico de Masson y tincion de Gram
paralos cortes de las muestras incluidas en parafina,
mientras que a los cortes por congelacion le fueron
aplicadas técnicas histoquimicas de fosfatasa acida
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y fosfatasa alcalina para la identificacién de macré-
fagos y neutréfilos; se siguieron los protocolos de
tincion establecidos por Bancroft y Gamble®.

Las preparaciones de cada caso se observaron con
un microscopio optico Leica DM2000° equipado
con una camara fotografica Leica MC170 HD".

Las muestras de los pacientes 8 y 9 se per-
dieron durante el procesado en parafina. Los
pacientes 6 y 11 fueron sacados del estudio por
haber sido mal diagnosticados. El analisis his-
topatologico de la muestra correspondiente al
paciente 6 presentaba un patréon compatible con
un nddulo fibrético y la muestra del paciente 11
se envio al servicio de anatomia patoldgica tras
la intervencién quirtrgica por alta sospecha de
patologia maligna; fue diagnosticado finalmente
de adenocarcinoma sebaceo.

La variable principal del estudio fue la presen-
cia en cada chalazion de distintas estirpes celu-
lares. Se realizé un estudio semicuantitativo de
los distintos tipos celulares identificados (histio-
citos epitelioides o macrofagos, células gigantes
multinucleadas, células plasmaticas, linfocitos,
neutrofilos) y se constato la presencia de otros
elementos (tejido de granulacién, acimulos de
lipidos y/o fibrosis). Para el estudio semicuanti-
tativo se establecieron tres categorias: a) si el tipo
celular constituia entre el 1%-5% de la celulari-
dad de la muestra, b) si el tipo celular constituia
entre el 6%-50% de la celularidad de la muestray
c) si el tipo celular constituia entre el 51%-100%
dela celularidad de total. Ademas se recogieron
las siguientes variables secundarias: edad (afos),
sexo, 0jo, parpado y tratamientos anteriores a la
cirugia (ninguno, tratamiento tépico y observa-
cién o farmacoldgico).

Los resultados de la variable cuantitativa edad
se expresaron como media + desviacidn tipica.
Para presentar las variables cualitativas se uti-
lizaron porcentajes.

Los resultados de las variables fueron calcula-
dos con el IBM SPSS Statistics version 22.

Resultados

Los 12 pacientes estudiados comprenden eda-
des entre 16 y 71 afos con una edad media de 40
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+ 18 afios. Un 58,33% de los pacientes fue interve-
nido de chalazién en el ojo izquierdo y un 41,67%,
en el derecho. La presentacion del chalazion en
parpado superior fue de un 66,67%, mientras que
en el parpado inferior fue de un 33,33% (tabla 1).

En cuanto al tratamiento que se utiliz6 previo
ala cirugia encontramos un 8,3% de los pacien-
tes que no recibié ningun tratamiento, un 25%
que unicamente realiz6 tratamiento conserva-
dor, un 33,3% que se aplicé antibiotico topico y
practico medidas conservadoras, un 16,7% que
empled antibidticos tépicos y un 16,7% de los
pacientes que se desconoce este dato (tabla 1).

En el presente estudio el 50% de la poblacién
eran hombres y el 50% mujeres (tabla 1). En
cuanto a las edades, los varones presentaban una
media de 51 + 16 aflos, mientras que en el sexo
femenino la edad media de presentacion fue de
29 + 14 anos (tabla 2).

En el estudio histolégico mediante microsco-
pio optico de las muestras pertenecientes a los
pacientes 1, 2, 3,4, 5, 7 y 10 (fig. 2) demostré la
presencia de histiocitos epitelioides, células plas-
maticas, linfocitos, neutrdfilos, tejido de granula-
cion y fibrosis en diferente proporcién, con una
predominancia de macréfagos (tabla 3).

La técnica de fosfatasa cida puso de manifiesto
la presencia de abundantes macroéfagos, mientras
que la fosfatasa alcalina permitio identificar algu-
nos neutrdfilos (fig. 3).

La tinciéon de Gram resulté negativa en todas
las muestras realizadas.

Discusion

Los resultados de estudios anteriores demues-
tran que el chalazién, aunque puede afectar a
todos los grupos etarios, su presentacion es mas
frecuente en mujeres jovenes y varones mayores
de 50 anos’. Estos datos son concordantes con los
resultados obtenidos en nuestro estudio, donde
la edad media que encontramos es de 29 + 14
afos en las mujeres y 51 + 16 aflos en los varones.

Algunos pacientes no asisten a consulta de
atencion médica debido a la poca sintomatolo-
gia con la que cursan y se autodiagnostican. En
otros, aunque sean diagnosticados por el espe-

el’/
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Tabla 1.
Paciente Edad Sexo 0Ojo Parpado Tratamiento anterior
1 48 Varon |zquierdo Superior Conservador + antibidtico topico
2 43 Varon Derecho Inferior Conservador + antibidtico topico
3 38 Mujer Derecho Inferior Conservador
4 40 Vardn Derecho Inferior Conservador + antibidtico topico
5 17 Mujer |lzquierdo Superior Sin datos
6 48 Mujer |lzquierdo Superior Sin datos
7 19 Mujer |zquierdo Superior Antibiético topico
8 71 Varon Derecho Superior Conservador + antibidtico topico
9 16 Mujer |lzquierdo Superior No
10 37 Mujer Derecho Superior Conservador
1 68 Vardn |lzquierdo Inferior Conservador
12 33 Varon |lzquierdo Superior Antibidtico topico
=40+ 6% (50%) 70I1(58,3%) 8Sup(66,7%) Sintratamiento 8,3%
18 63 (50%) 50D(41,7%) 4Inf(33,3%) Conservador25%
Conservador+ ATB topico 33,3%
ATB topico 16,7%
Sin datos 16,7%
cialista, no se presta atencién a su diagnoéstico  Tabla2.
diferencial. Aunque parece una entidad facil de
. } . ) . EDAD
diagnosticar simula una gran cantidad de lesio- - ——
nes benignas, premalignas y malignas, por lo Media  Desviacion tipica
que en ambos casos puede ocurrir que se rea- Varén 51 16
lice un diagnéstico clinico erréneo y por tanto, ~ SEX0 :
un tratamiento que no corresponde, tal y como Mujer 29 14

describen Ozdal et al en su estudio®.

Esto se corrobora en nuestro estudio, donde
los pacientes 6 y 11 fueron mal diagnosticados.
La muestra del paciente 6 presentaba un patréon
histopatoldgico compatible con un nédulo fibré-
tico y la 11 fue enviada al servicio de anatomia
patologica donde se diagnosticé adenocarci-
noma de células sebdceas.

Wong MYY et al y Honda demostraron que
hasta un 43% de los chalaziones se resuelve de
forma espontanea antes de los seis meses y hasta
un 80% con tratamiento conservador'>'®. Durante
la realizacion del estudio se citaron para la esci-
sién quirurgica del chalazion 14 pacientes, pero

s6lo 12 de ellos acudieron a la cirugfa. Desde que
un paciente se incluye en lista de espera para la
intervencion quirtrgica hasta que ella se realiza
puede transcurrir entre uno y dos meses, por lo
que algunos afectados no acceden a la cirugia por
la resolucion espontanea de la entidad.

A pesar de que la primera propuesta terapéutica
mencionada en todos los estudios sean las medi-
das conservadoras, no se les plante6 esta moda-
lidad a todos los pacientes del presente estudio.

el18
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Figura 2. Muestra de chalazién tefiida con
hematoxilina-eosina. Se observan dos fragmentos
diferentes. El primero es un tejido fibroconectivo
con vasos de pequenio calibre, algunos
muscularizados. Alrededor de varios vasos hay un
infiltrado inflamatorio de células plasmaticas (A).
El segundo fragmento es un tejido de granulacién
constituido por un tejido conectivo laxo con vasos
con endotelios prominentes, células plasmaticas y
linfocitos; sin identificarse macrofagos (B y C). En
un extremo hay neutréfilos tanto en la luz de los
vasos como permeando fuera y agrupados en la

No existe ningun protocolo de tratamiento en el
manejo del chalazién; estudios anteriores solo des-
criben la posibilidad de tratamiento con medidas
conservadoras, antibioticos, corticoides intralesio-
nales y/o cirugia'>*>1%18-20 En e] presente estudio
comprobamos como el tratamiento que siguieron
los pacientes es heterogéneo y a algunos —como el
paciente 9— se les lleva a cabo un procedimiento
quirudrgico sin haberse realizado previamente otra
medida menos invasiva.

Autores como Fusch en 1940 defienden que el
chalazién no es un proceso infeccioso* y no se
ha encontrado evidencia cientifica para la utiliza-
cién de antibidticos topicos ni ningun estudio que
demuestre eficacia en su empleo; sin embargo, los
escritos posteriores han seguido proponiéndolos
como medida terapéutica para la resolucion del

parte mds superficial del fragmento (D).

chalazion. En nuestro estudio hemos demostrado
que la histopatologia del chalazién se corresponde
tanto con un proceso lipogranulomatoso crénico
como con una inflamacién crénica linfoplasmo-
citica, posiblemente dependiendo del momento
de realizacion de la cirugia.

Observamos que un 50% de los pacientes estudia-
dos recibieron tratamiento con antibiético topico.
En nuestro estudio, el andlisis histopatoldgico de las
muestras obtenidas nos ha permitido determinar
que el patron celular es compatible con una reac-
cién inflamatoria crénica. No parece tratarse de un
proceso infeccioso bacteriano donde esperariamos
encontrar un infiltrado inflamatorio agudo com-
puesto predominantemente por neutrofilos.

Consideramos que los antibioticos tdpicos
deben emplearse cuando se sospeche orzuelo y

el9
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Tabla 3.
CELULAS INFLAMATORIAS OTROS ELEMENTOS
Macrofagos Células gigantes  Células  Linfocitos Neutrdfilos | Tejidode  Acumulos Fibrosis
multinucleadas plasmaticas granulacion de lipidos
1 +++ ++ + + + +
2 +++ + + + + +
3 +++ + + + + + +
4 +++ + + + + + +
5 +++ + + + + + +
6 +
7 +++ + + + + + +
8 +++ + + + + + +
9 +++ + + + + + +
10 +++ + + + + + +
12 +++ + + + + + +

J
Figura 3. Muestras de chalazion tenidas con (A)
4cida que permite la identificacion de los macréfagos por su tonalidad roja.

no chalazién —patologias muy confundidasen lipogranuloma de las glandulas de Meibomio, como
el diagnostico— o en caso de coexistir chalazion — apoyan distintos trabajos>***. Sin embargo, descono-
con enfermedad infecciosa del parpado como  cemos el motivo de indicacidn quirtrgica sin haberse
puede ser la blefaritis. realizado antes esta otra medida menos invasiva.
El empleo de inyecciones intralesionales con cor- Entre las limitaciones de nuestro estudio encon-
ticoides ha mostrado eficacia en la resolucion del ~tramos el desconocimiento del tratamiento de

e20
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algunos pacientes y el tiempo de evolucion de
cada chalazion hasta el momento de la cirugia.

La aportacion que este analisis muestra sobre
la terapéutica empleada en el chalazién puede
dar lugar a nuevas propuestas de analisis como
pueden ser estudios prospectivos en los que se
trate a los pacientes con medidas conservadoras
y/o corticoides intralesionales.

En conclusion, el chalazion es un proceso infla-
matorio lipogranulomatoso cuyo origen se des-
carta que sea infeccioso. Es importante realizar
un buen diagndstico clinico y basar el tratamiento
en medidas conservadoras y/o corticoides intra-
lesionales, quedando injustificado el empleo de
antibioticos tépicos.
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Resumen

Objetivos: Investigar los resultados microbioldgicos
de muestras de abscesos corneales, los factores aso-
ciados a severidad y su evolucidn clinica.
Materiales y método: Estudio observacional retros-
pectivo de casos de queratitis infecciosa en los que
se hayan realizado toma de muestra microbioldgica.
Se incluyeron para el andlisis los cultivos realizados
entre 2012 y 2017 en la Clinica Universitaria Reina
Fabiola (Cérdoba, Argentina). Como parametros se
evaluaron los patogenos aislados, su tratamiento,
potenciales factores de riesgo y aspectos clinicos re-
lacionados con la severidad clinica, para lo cual se
utiliz6 una graduacion de puntaje segun el aspecto
biomicroscdpico previamente validado.
Resultados: Se encontraron 60 pacientes (62 ojos),
se obtuvieron 21 cultivos positivos (33,87%) y se
aislaron 24 microorganismos. Las especies mas
frecuentes: Staphylococcus aureus, Fusarium
(23,81% y 19,04%, respectivamente). Del total de
casos, el 35,48% tenia tratamiento antibidtico topico
previo. El factor de riesgo mas frecuente fueron las
lentes de contacto (38,71%). De estos ultimos, 9/24
fueron positivos (37,5%). En los ojos con trauma-
tismo corneal: 4/13 fueron + (30,78%). De los casos
con patologias oculares, 6/13 resultaron + (46,15%).
En los casos con factores de riesgo sistémicos aso-
ciados, 4/6 fueron + (66,67%). Las presentaciones
mas frecuentes en la primera consulta fueron absce-
sos >a 2 mm (42%) y periféricos (42%).
Conclusiones: El uso de lentes de contacto fue el
factor de riesgo mads frecuente, pero no el mas aso-
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ciado a severidad clinica. Fusarium y Staphylococ-
cus aureus fueron los microorganismos mas encon-
trados en nuestro medio. La mayoria de los casos
respondieron bien a la gestion médica.

Palabras clave: queratitis microbiana, absceso cor-
neal, factores de riesgo, clinica, microorganismos.

Non-viral microbial keratitis: causative
microorganisms, risk factors and clinical
aspects

Abstract

Objectives: To investigate the microbiologic results
of samples obtained from corneal abscesses as well
as the factors associated with their severity and
their clinical evolution.

Materials and method: Retrospective observa-
tional study of cases of infectious keratitis in which
samples were collected for microbiological analy-
sis. Cultures obtained between 2012 and 2017 at
“Clinica Universitaria Reina Fabiola® (Cdrdoba,
Argentina) were included in the study. Parameters
evaluated were the pathogens found, their treat-
ment, potential risk factors and clinical aspects
related to clinical severity, for which a score range
was used according to the previously validated bio-
microscopic aspect.

Results: A total of 60 patients (62 eyes) were found,
from which 21 positive cultures (33.87%) were ob-
tained and 24 microorganisms were isolated. The
most common species found were: Staphylococ-
cus aureus and Fusarium (23.81% and 19.04%,
respectively). Of the total cases, 35.48% had re-
ceived previous topical antibiotic therapy. The
most common risk factor was use of contact lenses
(38.71%), and of these latter cases, 9/24 were pos-
itive (37.5%). Of eyes with corneal trauma, 4/13
were positive (30.78%), whereas in cases with ocu-
lar diseases, results were positive in 6/13 (46.15%).
In addition, 4/6 cases with associated systemic risk
factors were positive (66.67%). The presentations
most frequently observed at the first visit were ab-
scesses > 2 mm (42%) and peripheral ones (42%).

Conclusions: Use of contact lenses was the most
common risk factor, though it was not the one hav-
ing the greatest association with clinical severity.
Fusarium and Staphylococcus aureus were the
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most predominant microorganisms found. Most cas-
es evidenced good response to medical management.
Key words: microbial keratitis, corneal abscess, risk
factors, clinical aspects, microorganisms.

Ceratite microbiana nao viral:
microorganismos causadores, fatores de
risco e curso clinico

Resumo

Objetivos: Investigar os resultados microbioldgicos
das amostras de abscesso corneano, os fatores asso-
ciados a gravidade e seu curso clinico.

Materiais e métodos: Estudo retrospectivo observa-
cional de casos de ceratite infecciosa em que foi re-
alizada uma amostragem microbioldgica. Culturas
tomadas entre 2012 e 2017 na Clinica Universitaria
Reina Fabiola (Cérdoba, Argentina) foram incluidas
para andlise. Como parametros avaliamos os pato-
genos isolados, seu tratamento, fatores de risco po-
tenciais e aspectos clinicos relacionados a gravidade
clinica, para os quais utilizamos uma classificagdo de
pontuacdo de acordo com o aspecto biomicroscépico
previamente validado.

Resultados: 60 pacientes (62 olhos) foram encontra-
dos, 21 culturas positivas foram obtidas (33,87%) e
24 microorganismos foram isolados. As espécies mais
freqiientes foram: Staphylococcus aureus, Fusarium
(23,81% e 19,04%, respectivamente). Do niimero to-
tal de casos, 35,48% tinham tratamento antibiotico
topico anterior. O fator de risco mais freqiiente foram
as lentes de contato (38,71%). Destes ultimos, 9/24
foram positivos (37,5%). Em olhos com trauma na
cornea: 4/13 foram + (30,78%). Dos casos com pa-
tologias oculares, 6/13 foram + (46,15%). Nos casos
com fatores de risco sistémico associados, 4/6 foram
+ (66,67%). As apresentagdes mais freqiientes na pri-
meira consulta foram abscessos > 2 mm (42%) e pe-
riféricos (42%).

Conclusdes: O uso das lentes de contato foi o fator de
risco mais freqiiente, mas ndo o mais associado a gra-
vidade clinica. Fusarium e Staphylococcus aureus
eram 0s microorganismos mais comuns encontrados
em nosso ambiente. A maioria dos casos respondeu
bem & administragao médica.

Palavras-chave: ceratite microbiana, abscesso corne-
ano, fatores de risco, clinicos, microorganismos.
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Introduccion

La inflamaciéon corneal o queratitis puede
deberse a una infeccidon o a un proceso no-infec-
cioso, generalmente de origen inmunolégico'>.
La queratitis microbiana se caracteriza por un
defecto epitelial corneal con inflamacién estro-
mal subyacente causada por microorganismos
replicantes’.

La perforacion corneal y la endoftalmitis repre-
sentan las complicaciones mas graves y la agudeza
visual esta frecuentemente disminuida por una
opacidad corneal central®.

Las queratitis infecciosas significan una causa
grave de opacificacidon corneal y pérdida visual
en todo el mundo’. La severidad de la afeccién
corneal depende tanto de las condiciones subya-
centes del paciente como de la patogenicidad del
agente infeccioso®”.

El epitelio corneal representa una barrera ana-
tomica muy eficiente contra las infecciones, tanto
es asi que muy pocos microorganismos produ-
cen queratitis por si solos, entre ellos Neisseria
gonorrhoeae, Shigella spp. y Corynebacterium
diphtheriae®>.

La incidencia de diferentes agentes causales
varfa ampliamente segun la regiéon geografica,
condicién socioecondmica de la poblacién y tam-
bién por diversos factores individuales como ser
el uso de lentes de contacto® ', historia de trau-
matismo''!? o antecedente de cirugia ocular’*!4,
presencia de comorbilidades'>¢.

El diagnoéstico precoz y el uso apropiado de
antibidticos tdpicos son criticos para un manejo
efectivo. La primera medida que frecuentemente
se utiliza es el tratamiento empirico con antibio-
ticos de amplio espectro, la cual puede modifi-
carse segun la respuesta clinica de cada caso o de
los organismos encontrados en los cultivos y sus
sensibilidades. El aumento de resistencia antimi-
crobiana por el uso inapropiado de antibiéticos
se ha convertido en un serio problema para la
salud publica’. Por tal motivo, siempre se debe
buscar la identificacién por laboratorio del agente
causal para asegurar un tratamiento especifico,
para ayudar en modificaciones eventuales del
tratamiento y con el fin de minimizar cualquier
incapacidad visual por un diagndstico erréneo o
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demorado®. Por lo anteriormente expresado, el
objetivo del presente trabajo ha sido analizar los
resultados microbiolégicos de muestras de abs-
cesos corneales, como asi también determinar los
factores asociados a severidad clinica y describir
la evolucién clinica.

Materiales y método

Se diseiidé un estudio observacional, retros-
pectivo, analitico, de hombres y mujeres de cual-
quier rango etario que concurrieron al Servicio
de Oftalmologia de la Clinica Universitaria Reina
Fabiola (CURF) de Cérdoba, Argentina, por que-
ratitis infecciosa o absceso corneal, que se hayan
realizado toma de muestra microbioldgica y ana-
lisis de ella en la CUREF en el periodo compren-
dido entre enero de 2012 y junio de 2017, inclu-
sive. Se excluyeron los pacientes que no quisieron
someterse a toma de muestras y también los casos
de queratitis no infecciosas o presuntamente vira-
les. Este estudio se realiz6 siguiendo los enuncia-
dos de la Declaracién de Helsinki y conté con la
aprobacion del comité de bioética de la CURE.

La toma de muestra se realizé bajo aneste-
sia topica con proparacaina al 0.5%, se hizo un
raspado de los bordes del absceso corneal con
hoja de bisturi numero 15. Se procedié a hacer
un frotis y siembra en placa de agar chocolate y
Sabouraud. Se enviaron al laboratorio de micro-
biologia para su andlisis.

Los datos se registraron en una tabla de manera
codificada en relacion con el nimero de historia
clinica.

Variables a analizar

Variables demograficas

Edad de diagnéstico (en afos) y género.
Variables clinicas: ojo afectado: ojo derecho (OD)/
ojo izquierdo (OI)/ambos ojos (AO). Tratamiento
antibidtico previo. Uso de lentes de contacto.
Traumatismo corneal. Patologia de la superficie
ocular y cdrnea, cirugia corneal. Resultado de cul-
tivo: positivo/negativo. Tipo de germen aislado.
Resistencia antibidtica. Agudeza visual (AV) ini-
cial y final.
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Severidad clinica

Puntaje graduado por biomicroscopia: Aasuri
y colaboradores han validado un sistema de sig-
nos clinicos con puntuaciéon'®, adaptado por Keay
et al., utilizando una combinacién de reaccion de
camara anterior (0: ausente, 1: células o flare, 2:
precipitados queraticos o hipopion), tamano de la
lesién medido por el didmetro mayor (1: <1 mm,
2:1-2 mm, 3: >2 mm), ubicacioén (1: periférico, 2:
medio periférico, 3: central, 4: que abarca mas de 1
cuadrante)®. Se calculé la puntuacion acumulativa
para cada paciente mediante la adicion de estos tres
parametros; los pacientes con puntuaciones totales
mas altas (mayor a 8) son candidatos a padecer
una queratitis mas grave.

Evolucion clinica
AV inicial y final: evaluadas segin rango etario.

Para el analisis estadistico se convertira al loga-

ritmo de la agudeza minima del angulo de reso-

lucién (logMAR).
Se consideraron tres grupos:

« Pacientes con secuelas minimas: cuando la cica-
trizacion corneal no estaba asociada con una
pérdida visual, es decir una agudeza visual mejor
que la del examen inicial.

« Pacientes con secuelas moderadas: si tienen una
a tres lineas de pérdida de agudeza visual con
respecto al primer examen.

« Pacientes con secuelas severas: si la pérdida
visual fue superior a cuatro lineas de agudeza
visual o si se produjo una complicacién mayor, o
si se sometieron a una queratoplastia penetrante.
Anailisis estadistico: las variables cuantitativas se

analizaran mediante medidas de tendencia central
y dispersion. Para determinar las variables asocia-
das a severidad clinica del absceso corneal se uti-
lizara una prueba de Chi cuadrado para variables
categdricas y test t de Student o Mann-Whitney
para variables continuas. La evolucidn clinica de
acuerdo al grado de secuela en la agudeza visual
se presentara como N (%).

Resultados

Caracteristicas clinicas. En 5 afos se ha visto
un total de 60 pacientes (62 ojos) con ulcera/infil-
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trado corneal infectada compatible con el diag-
nostico de queratitis microbiana no viral. La edad
promedio de los pacientes fue de 39,31 afios, con
un rango entre los 0 ylos 91 afios. La distribucién
por sexo fue cercana al 1:1 (27 sexo femenino y
35 sexo masculino). Dos casos se presentaron de
manera bilateral, el resto todos unilaterales. Entre
estos, el ojo mayormente afectado fue el derecho
en 31 casos (53,45%). Algunos pacientes tenian
mas de un factor de riesgo a la vez.

Factores de riesgo. El factor de riesgo mas fre-
cuente fue el uso de lentes de contacto. Se encon-
tré en 24 casos (38,71%). No fue consignado el
tipo ni material de lente de contacto en cada caso.
La edad promedio en este grupo fue de 36,39
anos.

Factores de riesgo oculares previos estuvieron
presentes en 13 casos. Cuatro casos de querato-
patias: queratocono 1 caso (25%), queratopatia
herpética 1 caso (25%), queratopatia en banda 1
caso (25%), cdrnea cicatricial con pannus 1 caso
(25%). Dentro de patologia de conjuntiva y super-
ticie ocular hubo 8 casos: conjuntivitis 6 casos
(75%), ojo seco severo 1 caso (12,5%), blefaritis
1 caso (12,5%). Alteracién en parpados como
ectropién estuvo presente en 2 casos (15,38%).
Glaucoma avanzado en 2 casos (15,38%). La edad
promedio de este grupo fue de 43 anos. No se
identificaron factores de riesgo oculares en 35
Casos.

Los factores de riesgo sistémicos fueron: dia-
betes (2 pacientes, 3,77%), tratamiento inmuno-
supresor (1 paciente, 1,89%), alteraciones psico-
motrices (2 pacientes, 3,77%), demencia senil (1
paciente, 1,89%). De este grupo hubo un caso
bilateral y todos menos un caso tuvo mala evo-
lucién clinica, con realizacién de recubrimiento
conjuntival en dos de ellos y uno con enucleacion.
Hubo correlacién significativa entre factores de
riesgo sistémicos y evolucion clinica (p<0.0001).
La edad promedio de este grupo fue de 43,89
anos, pero con un amplio rango etario entre los
0y los 91 afios.

Traumatismo corneal se presento6 en 13 casos.
De los cuales 4 (30,77%) fueron por cuerpo
extraio metdlico, 5 casos (38,46%) por trauma-
tismo con ufia, 4 (30,77%) con vegetal. Edad pro-
medio de este grupo: 33,54 afos.



Oftalmologia Clinica y Experimental

En cuanto a la distribucion por sexo, quienes
tenian traumatismo ocular, predominé el sexo
masculino (84,61%). Mientras que en los usua-
rios de lentes de contacto fue el sexo femenino
(66,67%).

En la tabla 1 se resumen los factores de riesgo
predisponentes para queratitis infecciosa.

Antibioticoterapia previa. Del total de casos,
22 (35.48%) estaban con tratamiento antibiotico
topico previo a la toma de muestra y 40 (64.52%)
no estaban bajo ningun tratamiento.

Antibioticos topicos previos: quinolonas (16
casos, 72,72%), macrolidos (8 casos, 36,36%, de
los cuales en su mayoria asociados a una qui-
nolona), aminoglucésidos (5 casos, 22,72%),
glucopéptidos (1 caso, 4,54%), fenicoles (1 caso,
4,54%). Ninguno refirié uso de anestésico ni cor-
ticoide topicos.

Hubo 11 casos con resistencia de cultivo:
amoxicinia (1 caso, 9,09%), cefalosporinas (2
casos, 18,18%), ampicilina (4 casos, 36,36%), eri-
tromicina (1 caso, 9,09%), ciprofloxacina (1 caso,
9,09%), cloranfenicol (1 caso, 9,09%), oxacilina (1
caso, 9,09%). Los gérmenes con mas resistencia
antibidtica fueron los Gram negativos.

Resultado de cultivo. Del total de los casos
sometidos a cultivo, 21 (33.87%) tuvieron resulta-
dos positivos: se aislaron 24 microorganismos. En
tres casos (14,28%) coexistieron 2 microorganis-
mos ala vez. Se encontraron 8 (33,33%) gérmenes
Gram positivos, 7 (29,17%) Gram negativos, 7
(29,17%) hongos filamentosos, 2 (8,33%) proto-
z0os. Las especies mds frecuentemente aisladas
fueron: Staphylococcus aureus y Fusarium en un
23,81% y 19,04% respectivamente. La distribu-
cién de los microorganismos se muestra en la
tabla 2.

De los usuarios de lentes de contacto, 9 casos
de 24 fueron positivos (37,5%). Los microorga-
nismos Gram negativos fueron los mayormente
implicados, los mads frecuentes, Pseudomona
aeruginosa'y Klebsiella pneumoniae.

En los ojos con antecedente de traumatismo
corneal hubo 4 casos positivos de 13 (30,78%).
Todos esos casos positivos se correspondian con
hongos filamentosos: Fusarium y Curvularia, y
de ellos, un solo caso coexistente con un coco
Gram positivo: Streptococcus mitis.
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Tabla 1: Factores de riesgo predisponentes para queratitis microbiana.

N Porcentaje

Uso de lentes de contacto 24 41,37%
Traumatismo corneal 13 22,41%
Conjuntivitis 6 10,34%
Ectropion 2 3,45%
0jo seco severo 1 1,72%
Queratocono 1 1,72%
Queratopatia herpética 1 1,72%
Blefaritis 1 1,72%
Glaucoma 2 3,45%
Queratopatia en banda 1 1,72%
Diabetes 2 3,45%
Tratamiento inmunosupresor 1 1,72%
Sjogren 1 1,72%
Alteracién psicomotriz 2 3,45%
Demencia senil 1 1,72%

Con respecto a los factores de riesgo oculares,
6 casos de 13 resultaron positivos (46,15%); de
ellos predominaron los Gram positivos.

En los casos con factores de riesgo sistémicos
asociados, 4 fueron positivos de 6 (66,67%); con
predominio compartido en hongos filamentosos
y Gram positivos. Hubo 6 (28,57%) casos con
resultados positivos en el cultivo pero sin regis-
tros clinico-oftalmoldgicos. Estos datos estan
detallados en la tabla 2 (p=0.002).

Los casos con cultivos negativos, 13 (31,70%)
habian recibido antibiético previo. Mientras que 9
(42,86%) tuvieron cultivos positivos bajo terapia
antibiotica previa.

Los hongos fueron los patégenos con peor
evolucion clinica, expresado en cirugia de recu-
brimiento conjuntival a posteriori.

En ningun caso se cultivé el estuche de las
lentes de contacto.

Tasa de diagndstico etioldgico positivo: 30%
en el grupo sin tratamiento previo con antibio-
tico versus 40,90% con tratamiento previo.
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Tabla 2. Distribucion de microorganismos encontrados en cultivos positivos y factores de riesgo.

Cultivos positivos N Porcentaje Usuario Traumatismo Factores  Factores Sin registro
lente de corneal oculares  sistémicos  clinico
contacto

Fusarium 4 19,04% 2 2 0 0 0
Staphylococcus aureus 5 23,81% 2 0 1 1 2
Klebsiella pneumoniae 2 9,52% 2 0 1 0 0
Pseudomona aeruginosa 2 9,52% 2 0 0 0 0
Serratia marcescens 2 9,52% 1 0 0 0 1
Curvularia 2 9,52% 0 2 2 2 0
Aspergillus flavus 1 4,76% 1 0 0 0 0
Acanthamoeba 2 9,52% 1 0 1 1 1
Enterobacter cloacae 1 4,76% 0 0 0 0 1
Streptococcus mitis 2 9,52% 0 1 1 1 1
Streptococcus pneumoniae 1 4,76% 0 0 1 0 0
Total 24 100% n 5 7 5 6

Los casos que tuvieron peor evolucién con
requerimiento de cirugia fueron 6; de ellos, 3
tuvieron cultivos positivos.

Evolucion clinica. Segun los datos de biomi-
croscopia, el tamafo del absceso en la primera
consulta fue de: menos de 1 mm en 16 casos
(32%); entre 1-2 mm en 13 casos (26%); y mas de
2mm en 21 casos (42%). La presencia de reaccion
en camara anterior: 3 ojos (6%) con células y 8
0jos (16%) con hipopion. De acuerdo a la ubica-
cién: 21 periféricos (42%), 11 medio-periféricos
(22%), 16 centrales (32%), 2 que abarcaban mas
de 1 cuadrante (4%). Con estas 3 caracteristicas
cardinales se calculd el puntaje, en donde 5 (8,1%)
tenian 8 puntos o mas, candidatos a peor pronds-
tico. Acanthamoeba, Fusarium y Curvularia se
asociaron con reaccion en cdmara anterior severa
(hipopion) y con gran tamaio.

Comparando el tamafo de la ulcera, fueron
de mayor tamano los casos con antecedente de
traumatismo corneal que los usuarios de lentes
de contacto.

De los 5 casos severos del score, a dos se les
realiz6 recubrimiento conjuntival; a uno se le

realiz6 una enucleacion por ojo ciego doloroso;
un caso no requirié cirugia porque la perfora-
cién se autolimité con enclavamiento del iris y
cierre posterior, y el caso restante no volvid a
control.

Fueron 49 los casos tratados con antibioticos
comerciales, en su gran mayoria bajo la com-
binacion de gatifloxacina con eritromicina; de
ellos, a 10 casos (20,41%) se les asoci6 antimi-
coticos y antibidticos fortificados y sélo en 2
(4,08%) se les agreg6 ademas inyecciones sub-
conjuntivales de antibidticos.

De los tres grupos considerados para evaluar
evolucion clinica, fueron 20 casos (46,51%) los
que tuvieron agudeza visual final mejor que la
inicial (secuelas minimas), 20 (46,51%) sin cam-
bios (secuelas moderadas), y 3 (6,97%) con peor
agudeza visual final (secuelas severas). Vale la
pena considerar que del grupo de secuelas mini-
mas, 17 casos (85%) tuvieron una AV final mejor
corregida de < 0.3 LogMAR (=8/10 Snellen),
mientras que en el grupo de secuelas modera-
das estos valores se encontraron en 10 de los
casos (50%). Los 12 ojos (27,90%) que tuvieron
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Tabla 3.
AVinicial  Frecuencia  Porcentaje AV final Frecuencia  Porcentaje
(LogMAR) (LogMAR)
0 8 12,90% 0 14 22,58%
0,1 7 11,29% 0,1 n 17,74%
0,2 7 11,29% 0,2 4 6,45%
0,3 3 4,84% 0,3 1 1,61%
04 3 4,84% 04 1 1,61%
0,6 2 3,22% 0,6 0 0
0,7 1 1,61% 0,7 1 1,61%
1 1 1,61% 1 1 1,61%
1,2 1 1,61% 1,2 0 0
1,5 5 8,06% 1,5 3 4,84%
1,8 7 11,29% 18 5 8,06%
NPL 2 3,22% NPL 2 3,22%
No figura 15 24,19% No figura 19 30,64%
Total 62 100% Total 62 100%

mala AV (= 0.7 LogMAR) tanto inicial y/o final
tenian: historia de patologia de superficie ocular
(20,93%), enfermedad sistémica (9,30%), trau-
matismo ocular (13,95%), localizacion central
(16,28%), hipopion (9,30%), tipo de microorga-
nismo predominante en estos casos: Curvularia
y Fusarium en los positivos.

Agudeza visual. El rango de agudeza visual
inicial en el ojo afectado fue desde 20/20 a no
percepcion de luz (NPL)/mal comportamiento
visual en los casos pediatricos, con un prome-
dio de 0,63 en escala LogMAR. Luego del trata-
miento, 20 casos mantuvieron la misma agudeza
visual que al inicio (tabla 3).

Discusion

Las infecciones corneales significan una causa
grave de opacificacidon corneal y pérdida visual
en todo el mundo. Por lo tanto, es fundamen-
tal identificar los agentes mas frecuentemente
involucrados y controlar los factores de riesgo

para prevenir su aparicion. Si bien la tecnologia
esta evolucionando y existen nuevos y sofisti-
cados métodos de diagndstico por imagenes y
aparecen mas herramientas que permiten eva-
luar a los pacientes con queratitis infecciosas, el
presente trabajo destaca la relevancia que conti-
nuda teniendo la toma de muestras y el cultivo en
medios como el agar chocolate y el Sabouraud,
que estan disponibles en la mayoria de los centros
asistenciales.

Respecto de los datos encontrados en el pre-
sente estudio, la edad promedio de los pacientes
fue de 39,31 afios, y la distribucién por sexo cer-
canaal 1:1, similar a lo que se ha encontrado en la
literatura®. Los factores de riesgo mas frecuentes
en pacientes jovenes fueron el uso de lentes de
contacto y el traumatismo ocular, mientras que
los factores de riesgo oculares y sistémicos fueron
mas frecuentes en los extremos de la vida. Los cul-
tivos fueron positivos en un 33,87%, predominando
los gérmenes Gram positivos. Los microorganis-
mos causales mas frecuentes fueron Staphylococcus
aureus y Fusarium.
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En nuestro estudio se pudo demostrar una
correlacion entre factores de riesgo sistémicos y
peor evolucion clinica, al igual que en el estudio de
Haoxing et al.®®. Segtin la bibliografia y del mismo
modo que en nuestro trabajo, el uso de lentes de
contacto fue el factor de riesgo mas frecuente®
2122 aunque las queratitis en usuarios de lentes
de contacto sin otro factor de riesgo tenian buen
prondstico con una agudeza visual en LogMAR
promedio de 0,125 en el ultimo control. Los gér-
menes mas comunmente aislados en este grupo
fueron Pseudomona 'y Klebsiella.

La proporcidn de casos positivos (33,87%) en
nuestro trabajo fue algo menor que lo disponible
en la bibliografia (48,3%-63,8%)*. Aunque predo-
minaron los Gram positivos (33,33%), los Gram
negativos también tuvieron un porcentaje simi-
lar (29,17%). Entre los dos, los que tuvieron peor
evolucion en agudeza visual final fueron los Gram
positivos, al igual que lo encontrado en el estudio
de Haoxing®. Quizas esto se deba a la progresiva
resistencia antibidtica que han adquirido estos
patogenos a los tratamientos empiricos utilizados.

Solo 1 caso delos Gram positivos (Staphylococcus
aureus) fue resistente a ciprofloxacina y la gran
mayoria de los Gram negativos, a ampicilina. Esto
se contrapone a lo encontrado en la bibliografia, ya
que la mayoria encuentran Staphylococcus aureus
resistentes a quinolonas*>.

El tratamiento empirico mas elegido fue gati-
floxacina asociada a eritromicina. La monoterapia
comercial tiene menos toxicidad, mas tolerancia y
promueve una reepitelizacion mas rapida en com-
paracion con la terapia fortificada combinada®.
Pero en infiltrados mayores a 2 mm y préximos al
eje visual se recomiendan antibioticos fortificados
contra Gram positivos y negativos®.

Similar a lo encontrado en la bibliografia, los
menores de 3 aflos tenian como factor de riesgo
el traumatismo ocular®®®. Pero a su vez, en estos
dos casos también tenian factores de riesgo sisté-
micos y oculares que podrian haber repercutido
en su mala evolucidn clinica.

En nuestro estudio encontramos que en la
amplia mayoria de los casos con antecedente de
traumatismo ocular reciente, los cultivos fueron
positivos para hongos filamentosos: Fusarium y
Curvularia.

Conclusion

La evidencia encontrada en el presente trabajo
expresa que el uso de lentes de contacto fue el fac-
tor de riesgo mas frecuente, pero no el que tuvo
mayor asociacion a severidad clinica. Fusariumy
Staphylococcus aureus fueron los microorganis-
mos predominantes mas encontrados en nuestro
medio, donde la mayoria de los casos respondieron
bien a la gestion médica.

Este trabajo nos permite conocer mejor diferen-
tes aspectos tanto del diagndstico de las querati-
tis infecciosas como del manejo terapéutico y su
consecuente respuesta, destacando que, gracias a
haber realizado toma de muestra para su evaluacion
microbiolédgica, pudimos conocer cuales fueron los
microorganismos implicados en nuestro medio en
un periodo de tiempo determinado. Esta informa-
cioén podra ser de utilidad para orientar oportuna-
mente la antibioticoterapia empirica y el manejo
integral de los pacientes y tener datos para comparar
con otras regiones o con nuestra misma comunidad
y detectar si existieran cambios en el tiempo.
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Abstract

Purpose: This study was developed to evaluate the
prevalence and progression of myopia in children
living in a rural area of Argentina.

Methods: This was a prospective school-based co-
hort study of refractive error. Children attending
all schools in Marcos Juarez were examined first at
school entrance and 5 years later (ages 11-12). The
spherical equivalent refraction (SER) was obtained
with cycloplegia.

Results: In 2013, 347 children were examined and
283 of these were available 5 years later (81%). At
follow-up mean age was 11.84 * 0.36 years. The
mean SER was +1.36 + 0.83 D in 2013 and de-
creased significantly to +1.07 £ 1.03 D in 2018 (an
overall shift of -0.30 D, p<0.001). The prevalence
of myopia < -0.50 D was low (2.12% in 2013 and
3.53% in 2018), and there were no cases of high
myopia < -5.00 D in either period. The prevalence
of hyperopia (> +2.00 D) decreased from 15.55%
in 2013, to 9.54% in 2018, while the prevalence
of emmetropia and low hyperopia (-0.50 to +2.00
D) increased with follow-up (82.68% in 2013 to
86.92% in 2018). There was a very low incidence of
myopia in five years (1.44%).

Conclusion: A low prevalence and incidence of
myopia was detected in a rural area of Argentina,
in children followed from age 7 to 12 years.

Key words: myopia, prevalence, rural, outdoors,
myopia progression.
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Baja prevalencia de miopia en niiios de
una poblacion rural en Marcos Juarez,
Argentina

Resumen

Objetivo: Este estudio fue desarrollado para eva-
luar la prevalencia y progresion de la miopia en ni-
flos que viven en una zona rural de Argentina.
Métodos: Se trata de un estudio de cohorte prospec-
tivo sobre el error de refraccion de nifios de edad
escolar. Los nifos que asistian a todas las escuelas
de Marcos Judrez se examinaron primero al ingresar
a la escuela y 5 afios después (de 11 a 12 afos). El
equivalente esférico (EE) se obtuvo bajo cicloplejia.
Resultados: En 2013, 347 nifios fueron examinados
y 283 de ellos estuvieron disponibles 5 afios después
(81%). La edad media al momento del segundo exa-
men fue de 11,84 + 0,36 afios. El EE medio fue de
+1,36 £ 0,83 D en 2013 y disminuy¢ significativa-
mente a +1,07 + 1,03 D en 2018 (un cambio gene-
ral de -0,30 D, p <0,001). La prevalencia de miopia
<-0,50 D fue baja (2,12% en 2013 y 3,53% en 2018)
y no hubo casos de miopia alta <-5,00 D en ningu-
no de los periodos. La prevalencia de hipermetropia
(> +2,00 D) disminuy6 de 15,55% en 2013 a 9,54%
en 2018, mientras que la prevalencia de emetropia e
hipermetropia baja (-0,50 a +2,00 D) aument6 con
el seguimiento (82,68% en 2013 a 86,92% en 2018).
Hubo una incidencia muy baja de miopia en cinco
anos (1,44%).

Conclusion: Se detect6 una baja prevalencia e inci-
dencia de miopia en una zona rural de Argentina en
niflos seguidos de 7 a 12 afios.

Palabras clave: miopia, prevalencia, rural, aire li-
bre, progresion de la miopia.

Baixa prevaléncia de miopia em criancas
de uma populacao rural em Marcos
Juarez, Argentina

Resumo

Objetivo: Este estudo foi desenvolvido para avaliar
a prevaléncia e a progressio da miopia em criangas
que vivem em uma drea rural da Argentina.

Métodos: Este foi um estudo de coorte prospecti-
vo de erro refrativo em criangas em idade escolar.

As criangas que freqiientavam todas as escolas em
Marcos Juarez foram examinadas primeiro na en-
trada da escola e 5 anos depois (com 11-12 anos de
idade). O equivalente esférico (EE) foi obtido sob
cicloplegia.

Resultados: Em 2013, 347 criancas foram exami-
nadas e 283 delas estavam disponiveis 5 anos de-
pois (81%). A idade média no momento do segun-
do exame era de 11,84 + 0,36 anos. O EE médio era
+1,36 £ 0,83 D em 2013 e diminuiu significativa-
mente para +1,07 + 1,03 D em 2018 (uma variagao
geral de -0,30 D, p <0,001). A prevaléncia de mio-
pia <-0,50 D foi baixa (2,12% em 2013 e 3,53% em
2018) e nao houve casos de miopia alta <-5,00 D
em nenhum dos periodos. A prevaléncia de hiper-
metropia (> +2,00 D) diminuiu de 15,55% em 2013
para 9,54% em 2018, enquanto a prevaléncia de
emetropia e baixa hipermetropia (-0,50 para +2,00
D) aumentou com o acompanhamento (82,68% em
2013 para 86,92% em 2018). Houve uma incidén-
cia muito baixa de miopia em cinco anos (1,44%).
Conclusdo: Uma baixa prevaléncia e incidéncia de
miopia foi detectada em uma drea rural da Argen-
tina em criangas de 7 a 12 anos de idade.
Palavras-chave: miopia, prevaléncia, rural, ao ar
livre, progressao da miopia.

Introduction

Myopia prevalence has been increasing world-
wide in recent generations of children and ado-
lescents'. The prevalence of myopia reaches val-
ues near 80% in the late adolescent population in
some locations, as in Korea® and Taiwan’, such
that the demand for spectacles and contact lenses
has become huge®**'. High myopia has reached
a prevalence of 10-20% at age 18 in several East
and South-East Asian urban environments. It is
expected that half of these myopic adolescents
may have high-myopia macular complications,
leading to impaired reading performance, when
they reach their 50’s"'***. This epidemic of myo-
pia in East and South-East Asia is most proba-
bly environmental, produced by two main inde-
pendent risk factors:”'* high academic load, with
many hours of writing and reading printed mate-
rial, and low outdoor exposure to daylight” '*.
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Typically, in rural environments with high out-
door exposure such as Nepal® >, children and
adolescents develop little or no myopia. Similarly
in Argentina, a mainly European adult popula-
tion'® of the province of Cordoba, has a low prev-
alence of myopia (13.5% in adults aged 40-60)". It
would be useful to study prospectively the prev-
alence of myopia in children and adolescents in
locations with a low prevalence of myopia, since
this would show how refractive error develops in
humans under natural environments with limited
exposure to myopia risk factors.

Marcos Juarez city is located in the southeast
of Cordoba, where the main occupation involves
agriculture with great economic development.
The climatic conditions and the fertile land make
it an excellent place to grow wheat, corn and soy.
The nearest cities are around 30 km away, and
between them, the land is 100% used for agri-
culture. In Marcos Juarez, children attend school
either during the morning or the afternoon, 4
hours daily, and they spend the rest of the day
mainly at outdoor activities. Most of them attend
different clubs, where they play sports in outdoors
environments. The present study was developed
to evaluate the prevalence and progression of
myopia, measured by cycloplegic autorefraction,
in Marcos Juarez, in a sample of children followed
at two time points (ages 6-7, at school entrance;
and five years later, at the end of primary school).

Materials and methods
Study design, ethics and participants

This was a prospective school-based study,
which involved the 6-7-year-old children res-
idents in the city of Marcos Juarez, Cordoba
Province, Argentina. Children were exam-
ined in June and July, 2013, during winter, in
the first year of their primary school entrance;
and then again, 5 years later, in their last year
of primary education. Both examinations were
part of an annual preventive campaign (“To see
you better”), developed 23 years ago by the “Dr.
Magnetto Vision Center” located in this city. This
screening was approved by the local authorities
of Cordoba Province, and carried out under the
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auspices of the Public Health Bureau of Marcos
Juarez Department. The present study protocol
was approved by the Ethics Committee of the
Argentinian Council of Ophthalmology. One
week before the ocular exam took place, each
school sent a written informed consent as home-
work for the parents to allow the examination. In
all schools of Marcos Juarez 302 children were
first graders in 2018, of whom 283 (93.7%) gave
consent for the exam (in 2013 there were 374
tirst graders, 347 available for exam, 92.7%). All
data were maintained confidential except for
the purpose of this publication, in accordance
to the Declaration of Helsinki and Argentinian
Federal Law. The city of Marcos Judrez has a sta-
ble population, with little migration, and accord-
ing to the 2010 population census it had 27.004
inhabitants'®.

Settings and procedures

The ocular exam took place at the building of
the Deliberative Council of Marcos Juarez, and
consisted in two days of work, scheduling chil-
dren’s visits according to the schools at which they
were enrolled. Two ophthalmologists measured
visual acuity, projecting Snellen letters with an
optotype projector at 5 meters (TOPCON, ACP-
3, Tokyo, Japan). After this, another ophthalmol-
ogist instilled two cycles of cyclopentolate 1%
drops and one of tropicamide 1%, at five-min-
ute intervals, after an initial instillation of one
drop of proparacaine 0.05% for topical anesthe-
sia. After one hour, pupil dilation and pupillary
reflex were examined to ensure the efficacy of
cycloplegia, and cyclopentolate 1% was instilled
again in the few cases that required it. Then cyclo-
plegic auto-refraction was performed (+0.25 D)
(TOPCON RM8000, Tokyo, Japan), and the fun-
dus of the eye was examined.

Main outcomes and statistical evaluation

The mean of five cycloplegic refraction mea-
surements was calculated, excluding outliers
greater than 1 diopter of the mean value, and
the spherical equivalent refraction (SER) was cal-
culated as the sphere + % the cylinder value. For
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Table 1. Prevalence of refractive error at both time points (n = 283).

Year Year
2013 2018
Myopia < -0.50 dioptres 212%  3.53%
Emmetropia (-0.50 to +2.00 dloptres)  82.68%  86.92%
Hyperopia > +2.00 dioptres 15.20%  9.54%

(Chi Square p=0.036)
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Figure 1. Histogram showing the distributions of spherical equivalent
refractions, initially (dashed line) and after 5 years (solid line),
showing slight loss of hyperopia without significant changes in myopia
prevalence.

the purpose of reporting prevalence of refrac-
tive error, the present study followed the protocol
of Refractive Error Studies in Children': myo-
pia was considered as the spherical equivalent
refractive error <-0.50 dioptres (D), hyperopia as
>+2.00 D, and the rest among -0.50 and +2.00 D
were considered emmetropes. Parametric values
were expressed as mean, standard deviations and
range. The data were recorded in an Excel spread-
sheet and converted to SPSS database (SPSS ver-
sion 15, SPSS Inc., Chicago, IL, USA). Chi-square
tests were performed to test proportions. Pearson
correlation scatterplots, McNemar’s chi-square
tests for proportions and paired-sample t-tests
for continuous variables were performed. The
spherical equivalents of the right and left eyes
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were similar (Pearson correlation r = 0.85), so
only right eyes are reported for the purpose of
this study. A p value < 0.05 was taken as the cut-
off for statistical significance.

Results

In July 2013, the study involved 347 first grade
children and 283 participated in the second exam-
ination five years later in August 2018 (81% of the
original sample). At baseline these children were
aged 6.84 * 0.36 years, and at follow up they were
aged 11.84 + 0.36 years, and 49.5% were males.
The mean SER decreased significantly from +1.36
+0.83 Din 2013 to +1.07 + 1.03 D in 2018 (p <
0.001, an overall myopic shift of -0.30 dioptres).
Kurtosis increased from 2.43 in 2013, to 7.94 in
2018. Skewness changed towards the myopic side
from 0.12 in 2013, to -1.06 in 2018.

The prevalence of myopia < -0.50 D was low
(2.12% in 2013 and 3.53% in 2018), and there
were no cases of high myopia (<-5.00 D) in
either exam period. The mean SER of the myo-
pic cases increased from -1.38D in 2013 to -2.60D
in 2018 (the mean progression in 5 years was
low, at -1.23D change in the whole period). There
was a very low incidence of myopia in five years
(1.44%).

The prevalence of hyperopia (> +2.00 D)
decreased from 15.20% in 2013, t0 9.54% in 2018,
while the prevalence of emmetropia + low hyper-
opia (between -0.50 and +2.00 D) increased with
follow-up (Table 1, Chi Square, p = 0.036). The
two distributions of refractive error are shown
in Figure 1. It can be clearly seen that, although
the prevalence of myopia did not change much,
the distribution did have a slight myopic shift
following the also slight decrease in mean SER.

To further explore the change in refractive error
between the times of examination, the mean SERs
were compared by splitting the sample according
to intervals of one diopter of refraction at base-
line, from 0 to +3 dioptres. The analysis is shown
in Table 2, where it can be seen that when base-
line refractions were between plano and +1.00,
the myopic shift was small and not significant
(-0.16 dioptres); but when refractions at base-
line were hyperopic (between +2.00 and +3.00
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Table 2. Mean spherical equivalent refraction change when sample split by refractive error at baseline (D).

Year2013  Year2018 Difference Student-

p value

Mean refraction at baseline from 0 to <+1.00 diopter (5D) +0.56+0.27 +0.40+0.78 -0.16 0.112
Mean refraction at baseline from +1.00 to <+2.00 diopters (+SD) +1.40+0.27 +1.14+0.46 -0.26  <0.001
Mean refraction at baseline from +2.00 to <+3.00 diopters (+SD) +2.32+0.27 +1.80+0.58 -0.52  <0.001

dioptres), the myopic shift significantly reached
-0.52 dioptres. Figure 2 (a-c) shows a diagram of
the refractive change for these different intervals
of refractive error at baseline. It can be seen that
most eyes having baseline SERs in the range of
+1.00 to +2.00 D maintained stable refractions.

Discussion

The present study in a small city in the
Argentinian Pampas shows a low prevalence,
incidence or progression of myopia in children
followed from school entrance to puberty. During
the last 30 years, the prevalence of myopia has
increased in many countries, as people have come
to live in urban environments with low ambient
lighting and high academic load” *. Locations
where academic achievement and reading habits
are intense, particularly in urban environments
of East and South-East Asia, have produced an
epidemic of myopia and high myopia’. In con-
trast, children in a rural small city, such as Marcos
Juarez, are probably not subject to this myopi-
genic environment. So here we can have a pic-
ture of how refractive error might have developed
in children under more ‘natural’ conditions —
before people moved to highly developed urban
environments, full of high buildings and having
classrooms with low-intensity artificial ambient
lights and high academic load.

The prevalence of myopia found in our
study, at both time points, was as low as those
in Nepal®® and Laos®”?°. Also, recent studies in
Europe have shown low prevalence of myopia at
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ages 6-7, but not at ages 11-12. For example, the
Northern Ireland Childhood Errors of Refraction
(NICER) has found a prevalence of myopia of
1.9% at school entrance, and of 14.6% at age 12,
higher than that of the present study?'. Also, in a
recent cross-sectional study of Polish schoolchil-
dren, the prevalence of myopia was 2.0% at school
entrance, but 14.36% at age 12**. The prevalence
of myopia of 3.53% by ages 11-12, as found in
the present study, is very low compared to those
found in urban environments of East and South-
East Asia®.

There were few early-onset myopic children
in 2013, that were aged 6-7 at school entrance
in the present study and they had a progression
rate of -1.23 D in five years, or an average around
-0.25 D per year. This rate of progression is very
low, compared to that of same-aged children
with early onset in urban Asian environments
(21.00 D per year)***, suggesting further that
environmental factors could influence the rate of
progression’. The incidence of myopia was very
low in the present study (1.44% over 5 years),
compared with that found in children of the same
age in Australia (14.0% over 5 years)*. These two
last findings point to the probable importance of
environmental interventions involving more out-
door exposure to treat both pre-myopic subjects
near plano refractions and also children who have
already become myopic.

To our knowledge, this is the first popu-
lation-based study that shows prospectively
the refractive error change after five years in a
high-outdoor living environment. Interestingly,
the mean refractive error at ages 6-7 was
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+1.37 dioptres —probably the end-point of the
emmetropization mechanism, which is up to now
believed to end by age 2-3 with little change there-
after””. But most interestingly, this mean refrac-
tive error decreased significantly after living for
five years in Marcos Juarez as the children with
higher amounts of hyperopia had significantly
greater myopic shifts (Table 2 and Figure 2). This
resembles the similar process of emmetropization
that occurs during the first two years of life, when
higher amounts of hyperopia are lost by increased
axial elongation driven by hyperopic defocus sig-
nals*. Table 3 shows different cross-sectional and

Figure 2. A-C) Refractive error at baseline and follow-up periods for
each subject, according to groups of baseline refraction. A) Relatively
high-hyperopia group. B) Intermediate-hyperopia group. C) Low-
hyperopia group. Some high-hyperopic and some low-myopic eyes
maintained stable refractions, while others underwent myopic shifts;
in contrast, almost all eyes having baseline SERs in the range of +1.00
to +2.00 D maintained stable refractions.

prospective studies involving children of same
ages in locations with Caucasian populations
where the prevalence of myopia has remained
low' 23 It can be clearly seen that there is a
small tendency to develop lower amounts of
mean SER as the children grow up during pri-
mary-school years, as we found prospectively in
Marcos Juarez.

As we also see in Table 3, the prevalence of
myopia is rather low in many locations. The pro-
jections for myopia prevalence to reach high lev-
els by 2050, put forward by Holden et al.!, stand
or fall on the strength of the underlying predictive
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Table 3. Cross-sectional mean cycloplegic SER in different studies with low prevalence of

myopia in children.

6-7y0 11-12yo Myopia n
prevalence

Santiago de Chile3¢ +1.40 +0.70 125% 5303
Generation R (Netherlands)32 - +0.74 11.4% 6084
CLEERE Hispanic (USA)*° +0.84 +0.11 10.1% 1116
CLEERE White (USA)3° +0.85 +0.59 10.1% 1701
Tehran (Iran)®® +1.23 +0.70 7.2% 557
Orinda (USA)* +0.73 +0.50 50% 530
Dezful (Iran)*! +1.28 +1.16 3.5% 823
Mechi Zone (Nepal)™ +0.90 +0.70 3.0% 5526
Marcos Juarez (Argentina) +1.37 +1.07 2.1% 283
Paraguay>* - +1.76 12% 444
Sydney (Australia)*? +1.27 +0.93 14% 1281

models, rather than as established fact. If people
continue living in high-outdoor environments, as
do the children in the present study, these projec-
tions fortunately might not come true.
Although there are differences in myopia prev-
alence in different ethnic groups, there is general
agreement that these differences are not genetic
in nature®, but due to different environmental
conditions”” such as limited outdoor exposure
and pressure for academic achievement®>” !4, The
study of the genetic composition of our popula-
tion showed that Argentineans are a mixture —
with 80% European ancestry in autosomal and Y
chromosomes'. The European genetic ancestry
of this Argentinean population form Cordoba,
with a very low prevalence of myopia in a prob-
ably high-outdoor-exposure environment, shows
once more that myopia is probably largely an envi-
ronmental disease® . Besides, the few early onset
in our study had a very low rate of progression,
contrasting with the more than 1 D progression
per year in similarly-aged children in Asia***.
The amount of time spent at school by all these
children in Marcos Juarez was 4 hours. During

the rest of the daytime, children in this city mostly
play outdoors sports like football, soccer, rugby,
hockey or tennis - sports activities in which dis-
tance vision and psychomotor activity are rele-
vant. In addition, Marcos Juarez city is a small
town with low buildings (not higher than 3 or 4
floors), where children move on foot or by bicy-
cle. It is possible that this visual behavior with
high outdoor exposure could also affect myopia
progression as seen in the progression of the few
early-onset myopes that we studied. Concerning
academic achievement, Argentina is well known
for supporting public education (85% are public
schools) and having a high rate of literacy (99%)".
However, our country does not rank well in the
PISA tests’®; and although primary and second-
ary education are compulsory, there is a high rate
of school dropout (50%)*, and only 20% of the
population has a tertiary diploma®.

One important aspect to remark in this study
is the use of cycloplegia with cyclopentolate
and tropicamide, obtaining an accurate value of
spherical equivalent refraction in children that
could otherwise accommodate their hyperopic
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refractive error without cycloplegia. The prin-
cipal drawbacks of this study are the lack of a
questionnaire about time outdoors and reading
habits, and the fact that no biometric data were
obtained for these children. Future follow-ups
will be adding these to the assessment of refrac-
tive error in children from Marcos Juarez.

Conclusions

In conclusion, we have presented data showing
that the prevalence, incidence and progression
of myopia are very low in this location -in 6- to
12-year-old children from a population-based
study, in which there is clustering of refrac-
tions and a slight myopic shift in mean spher-
ical equivalent in the follow-up during primary
school-years. Future prospective population
studies, comparing different visual behaviors,
will increase the knowledge of the worldwide
myopia epidemic and its causal factors.

References

1. Holden BA, Fricke TR, Wilson DA et al. Glo-
bal prevalence of myopia and high myopia and
temporal trends from 2000 through 2050. Oph-
thalmology 2016; 123: 1036-1042.

2. Kim EC, Morgan IG, Kakizaki H et al. Pre-
valence and risk factors for refractive errors: Ko-
rean National Health and Nutrition Examination
Survey 2008-2011. PloS One 2013; 8: e80361.

3. Lin LL, Shih YE Hsiao CK et al. Epide-
miologic study of the prevalence and severity
of myopia among schoolchildren in Taiwan in
2000. ] Formos Med Assoc 2001; 100: 684-691.

4. Foster PJ, Jiang Y. Epidemiology of myopia.
Eye (Lond) 2014; 28: 202-208.

5. French AN, Ashby RS, Morgan IG, Rose
KA. Time outdoors and the prevention of
myopia. Exp Eye Res 2013; 114: 58-68.

6. Morgan I, Rose K. How genetic is school
myopia? Prog Retin Eye Res 2005; 24: 1-38.

7. Morgan IG, French AN, Ashby RS et al.
The epidemics of myopia: Aetiology and pre-
vention. Prog Retin Eye Res 2018; 62: 134-149.

* ISSN 2718-7446 * Volumen 15 « Ndmero 1« Marzo 2022

8. Morgan IG, He M, Rose KA. Epidemic of
pathologic myopia: what can laboratory stu-
dies and epidemiology tell us? Retina 2017; 37:
989-997.

9. Morgan IG. What public policies should be
developed to deal with the epidemic of myo-
pia? Optom Vis Sci 2016; 93: 1058-1060.

10. Theophanous C, Modjtahedi BS, Batech
M et al. Myopia prevalence and risk factors in
children. Clin Ophthalmol 2018; 12: 1581-1587.
11. Hsu CC, Huang N, Lin PY et al. Prevalen-
ce and risk factors for myopia in second-grade
primary school children in Taipei: a popula-
tion-based study. ] Chin Med Assoc 2016; 79:
625-632.

12. Morgan IG, Ohno-Matsui K, Saw SM. Myo-
pia. Lancet 2012; 379: 1739-1748.

13. Pan CW, Ramamurthy D, Saw SM. World-
wide prevalence and risk factors for myopia.
Ophthalmic Physiol Opt 2012; 32: 3-16.

14. Morgan IG, Rose KA. Myopia: is the natu-
re-nurture debate finally over? Clin Exp Optom
2019; 102: 3-17.

15. Pokharel GP, Negrel AD, Munoz SR,
Ellwein LB. Refractive error study in children:
results from Mechi Zone, Nepal. Am ] Oph-
thalmol 2000; 129: 436-444.

16. Corach D, Lao O, Bobillo C, van Der Gaag
K. Inferring continental ancestry of argenti-
neans from Autosomal, Y-chromosomal and
mitochondrial DNA. Ann Hum Genet 2010;
74: 65-76.

17. Sanchez V IR, Latino SG, Torres VE et al.
Prevalence of refractive errors in Villa Maria,
Cordoba, Argentina. Eye Science 2016; 31: 68-
77.

18. Argentina. Instituto Nacional de Esta-
distica y Censo (INDEC). Censo Nacional de
Poblacion, Hogares y Viviendas 2010 [en li-
nea]. https://www.indec.gob.ar/indec/web/Ni-
vel4-Tema-2-41-135

19. Negrel AD, Maul E, Pokharel GP et al. Re-
fractive error study in children: sampling and
measurement methods for a multi-country
survey. Am ] Ophthalmol 20005 129: 421-426.
20. Casson R]J, Kahawita S, Kong A et al. Ex-
ceptionally low prevalence of refractive error
and visual impairment in schoolchildren from

e38



Oftalmologia Clinica y Experimental

Lao People’s Democratic Republic. Ophthal-
mology 2012; 119: 2021-2027.

21. McCullough SJ, O’'Donoghue L, Saunders
KJ. Six year refractive change among white
children and young adults: evidence for sig-
nificant increase in myopia among white UK
children. PloS One 2016; 11: e0146332.

22. Czepita D, Zejmo M, Mojsa A. Prevalence
of myopia and hyperopia in a population of
Polish schoolchildren. Ophthalmic Physiol Opt
2007; 27: 60-65.

23. Morgan IG, French AN, Rose KA. Risk fac-
tors for myopia: putting causal pathways into
a social context. En: Ang M, Wong TY (eds.).
Updates on myopia: a clinical perspective. Sin-
gapore: Springer Nature, 2020.

24. Holden B, Sankaridurg P, Smith E et al.
Myopia, an underrated global challenge to vi-
sion: where the current data takes us on myo-
pia control. Eye (Lond) 2014; 28: 142-146.

25. Sankaridurg PR, Holden BA. Practical
applications to modify and control the develo-
pment of ametropia. Eye (Lond) 2014; 28: 134-
141.

26. French AN, Morgan IG, Burlutsky G et al.
Prevalence and 5- to 6-year incidence and pro-
gression of myopia and hyperopia in Austra-
lian schoolchildren. Ophthalmology 2013; 120:
1482-1491.

27.Morgan IG, Rose KA, Ellwein LB. Refrac-
tive error study in children survey group. Is
emmetropia the natural endpoint for human
refractive development? An analysis of popu-
lation-based data from the Refractive Error
Study in Children (RESC). Acta Ophthalmol
2010; 88: 877-784.

28. Mutti DO, Mitchell GL, Jones LA et al. Axial
growth and changes in lenticular and corneal
power during emmetropization in infants. In-
vest Ophthalmol Vis Sci 2005; 46: 3074-3080.
29. Zadnik K, Mutti DO, Friedman NE, Adams
AJ. Initial cross-sectional results from the
Orinda Longitudinal Study of Myopia. Optom
Vis Sci 1993; 70: 750-758.

* ISSN 2718-7446 * Volumen 15 « Ndmero 1« Marzo 2022

30. Twelker JD, Mitchell GL, Messer DH et al.
Children’s ocular components and age, gender,
and ethnicity. Optom Vis Sci 2009; 86: 918-935.
31. Fotouhi A, Hashemi H, Khabazkhoob M,
Mohammad K. The prevalence of refractive
errors among schoolchildren in Dezful, Iran.
Br ] Ophthalmology 2007; 91: 287-292.

32. Tideman JWL, Polling JR, Vingerling JR et
al. Axial length growth and the risk of develo-
ping myopia in European children. Acta Oph-
thalmol 2018; 96: 301-309.

33. Ojaimi E, Rose KA, Morgan IG et al. Dis-
tribution of ocular biometric parameters and
refraction in a population-based study of Aus-
tralian children. Invest Ophthalmol Vis Sci
2005; 46: 2748-2754.

34. Carter MJ, Lansingh VC, Schacht G et al.
Visual acuity and refraction by age for children
of three different ethnic groups in Paraguay.
Arq Bras Oftalmol 2013; 76: 94-97.

35. Hashemi H, Fotouhi A, Mohammad K. The
age- and gender-specific prevalences of refrac-
tive errors in Tehran: the Tehran Eye Study.
Ophthalmic Epidemiol 2004; 11: 213-225.

36. Maul E, Barroso S, Munoz SR et al. Refrac-
tive Error Study in Children: results from La
Florida, Chile. Am ] Ophthalmol 2000; 129:
445-454.

37. Hobday R. Myopia and daylight in schools:
a neglected aspect of public health? Perspect
Public Health 2016; 136: 50-55.

38. Morgan IG, Rose KA. Myopia and interna-
tional educational performance. Ophthalmic
Physiol Opt 2013; 33: 329-338.

39. Scasso MG. ;Cuantos jovenes terminan la
educacién secundaria en la Argentina?: coémo
monitorear las metas de universalizacion de
la educacion secundaria. Propuesta Educativa
2018; 49: 32-47.

40. Garcia de Fanelli AM. Rendimiento aca-
démico y abandono universitario: modelos,
resultados y alcances de la produccién acadé-
mica en la Argentina. Rev Arg Edu Sup 2014;
6: 9-38.

e39



TECNICA QUIRURGICA

Pupiloplastia retroiridiana

Andrés German Alza, Eduardo Galletto

(linica Privada de Ojos Dr. Enrique Alza, La Plata, Argentina.

Recibido: 23 de septiembre de 2021.
Aceptado: 21 de diciembre de 2021.

Autor corresponsal

Dr. Andrés German Alza

(linica Privada de Ojos Dr. Enrique Alza
(alle 12, nro. 662

(1900) La Plata (prov. Buenos Aires)

+ 5492214219682
andresalza@hotmail.com

Oftalmol Clin Exp (ISSN 2718-7446)
2022; 15(1): e40-e47.

Resumen

Objetivo: Presentar una novedosa técnica quirtrgica
definida como pupiloplastia retroiridiana faquica apli-
cada en una paciente con sindrome de Axenfeld-Rie-
ger que no tenia una pupila definida.

Técnica quirurgica: La pupiloplastia retroiridiana
faquica es una técnica quirargica original que se rea-
liza tras una incision esclero-corneal a través de una
iridotomia periférica, trabajando por detras del iris y
realizando la neopupila con un vitréctomo de camara
anterior. No requiere de demasiados controles oftal-
moldgicos y su recuperacion es rapida. Se realiz6 en
una paciente adulta con sindrome de Axenfeld-Rieger
y no se han observado complicaciones a 12 meses de
la cirugia.

Conclusion: Se describe una técnica quirtrgica que
resulto eficaz y segura para formar una pupila en una
paciente adulta con sindrome de Axenfeld-Rieger.
Esto podria ayudar a la mejora de su percepcion visual
y su aspecto estético, pero principalmente se consti-
tuye como una opcién en pacientes pediatricos para
evitar alteraciones como el estrabismo y la ambliopia.
Palabras clave: sindrome de Axenfeld-Rieger, técnica
quirdrgica, pupiloplastia retroiridiana faquica, am-
bliopia.

Retroiridian pupilloplasty
Abstract

Objective: To present a novel surgical technique de-
fined as phakic retroiridian pupilloplasty that was
performed on a patient with Axenfeld-Rieger syn-
drome who had no defined pupil.

Surgical technique: Phakic retroiridian pupilloplas-
ty is an original surgical technique involving the cre-
ation of a sclerocorneal incision through a peripheral
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iridotomy, with the surgeon working behind the iris
and creating a neopupil with an anterior chamber vit-
rectome. It requires very few follow-up visits and the
patient’s recovery is fast. It has been performed on an
adult patient with Axenfeld-Rieger syndrome and no
complications have been observed after 12 months of
the procedure.

Conclusion: The surgical technique described here
has proven to be efficient and safe for the formation of
a pupil in an adult patient with Axenfeld-Rieger syn-
drome. This might be of help to improve the patient’s
visual perception and esthetic appearance, but mainly
as an option in pediatric patients to avoid conditions
such as strabismus and amblyopia.

Key words: Axenfeld-Rieger syndrome, surgical tech-
nique, phakic retroiridian pupilloplasty, amblyopia.

Pupiloplastia retroiridiana
Resumo

Objetivo: Apresentar uma nova técnica cirtrgica de-
finida como pupiloplastia retroiridiana facica aplicada
em um paciente com sindrome de Axenfeld-Rieger
que ndo tinha uma pupila definida.

Técnica cirurgica: A pupiloplastia retroiridiana facica
¢ uma técnica cirurgica original realizada ap6s uma
incisdo esclero-corneana através de uma iridotomia
periférica, trabalhando atras da iris e realizando a ne-
opupila com uma vitrectomia de cimara anterior. Nao
requer muitos controles oftalmoldgicos e a recupera-
¢ao ¢ rapida. Foi realizada em um paciente adulto com
sindrome de Axenfeld-Rieger e nenhuma complicagio
foi observada 12 meses apos a cirurgia.

Conclusao: Descrevemos uma técnica cirtrgica que
foi eficaz e segura para formar uma pupila em um pa-
ciente adulto com sindrome de Axenfeld-Rieger. Isto
poderia ajudar a melhorar sua percep¢ao visual e apa-
réncia estética, mas é principalmente uma op¢io em
pacientes pedidtricos para evitar disturbios como es-
trabismo e ambliopia.

Palavras-chave: Sindrome de Axenfeld-Rieger, técnica
cirtrgica, pupiloplastia retroiridiana facica, ambliopia.

Introduccion

El sindrome de Axenfeld-Rieger (ARS, por sus
siglas en inglés) forma parte de los llamados sin-
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dromes de disgenesias iridocorneales' y se define
desde su descripcion original en 1920 como al
desarrollo de un embriotoxon posterior con
hebras de iris adheridas a una linea de Schwalbe
hipertrdfica desplazada anteriormente?, asociado
al universo de anomalias congénitas del iris como
hipoplasia, corectopia o policoria’. Puede vincu-
larse también con glaucoma y hallazgos sistémi-
cos caracterizados como defectos dseos, faciales
y/o dentales®. El ARS es una rara enfermedad
que afecta al ojo de forma bilateral con una pre-
valencia estimada de 1/200.000 personas sin pre-
dileccién por el género y que se caracteriza por
ser hereditaria autosémica dominante con una
penetracion completa de expresividad variable®.
El objetivo del presente trabajo es presentar
una técnica quirdrgica denominada pupiloplastia
retroiridiana faquica en un paciente con ARS.

Técnica quirurgica

Se realizara primero una breve descripcién
del caso, al tratarse de una paciente adulta de
27 afios de edad que acudié a la consulta oftal-
moldgica refiriendo que nunca tuvo pupila. No
tenia antecedentes heredo-familiares y no utili-
zaba ninguna ayuda 6ptica. Como antecedentes
personales, menciond convulsiones asociadas a
cuadros febriles e ictericia neonatal tratada con
fototerapia. Al interrogatorio relaté6 que en un
servicio de oftalmologia intentaron realizarle una
pupiloplastia con laser, pero debido al espesor
iridiano no dio resultado. A la exploracion inicial
se midid la agudeza visual, resultando en el ojo
derecho (OD) vision luz y en el ojo izquierdo (OI)
10/10 sin correccién asociado a una exotropia
leve. A la biomicroscopia con lampara de hendi-
dura presentaba el OD con una camara anterior
formada y una cdrnea transparente que permi-
tia ver un iris despigmentado y adelgazado en
el lugar donde deberia estar situada la pupila. A
nivel de la cérnea periférica temporal, de hora 6
a 12, presentaba una importante cresta blanque-
cina arqueada y concéntrica al limbo que afectaba
todo el espesor corneal y que corresponderia a un
embriotoxon posterior asociado a sinequias ante-
riores del iris periférico, que generaban traccion
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Figura 1. Segmento anterior. Ocultamiento de la pupila asociada a una cresta periférica, blanquecina, arqueada y concéntrica al limbo, que afectaba
todo el espesor corneal y que corresponde a un embriotoxon posterior.

con un importante desplazamiento que ocultaba
la pupila (fig. 1). Se realizé gonioscopia donde se
evidencio una disgenesia de la linea de Schwalbe
asociada a sinequias anteriores periféricas que
generaban una traccion del iris (fig. 2). La pre-
sién ocular se encontr6 dentro de los parame-
tros normales. Una vez finalizada la evaluacion
oftalmoldgica se le explico la opcidon quirtrgica al
paciente y se resolvié programar una pupiloplas-
tia retroiridiana faquica, técnica que se describira
a continuacion.

En el prequirurgico se indic6 la utilizacion de
colirio combinado de fenilefrina 5% + tropica-
mida 0,5% topica cada 15 minutos desde 2 horas
antes, asociado a un tratamiento topico de tobra-
micina 0,3% cuatro veces por dia por un lapso de
los tres dias anteriores.

Cirugia

1. Se realizaron medidas antisépticas iniciales
colocando solucion de yodo al 5% sobre rostro,
superficie ocular y fondos de sacos.

2. Se aplico anestesia subtenoniana con una
canula de Stevens 19G curva, cargada con una
mezcla de 0,75 ml de lidocaina 1% + 0,75 ml de
bupivacaina 0,5%, ambas sin conservantes.

3. Se acomodo la silla de cirujano y las dpticas
del microscopio en situaciéon temporal con res-
pecto de la posicion del paciente para el mejor
manejo del instrumental. Luego se realiz6 una
incision a nivel del limbo esclero-corneal inferior
(IECI) para no traumatizar la cresta correspon-
diente al embriotoxon posterior de 2,8 mm val-
vulada. Comentario: también puede ser de menor
tamafo dado que durante la cirugia, ademas de
que tiende a agrandarse por estiramiento, se uti-
lizaron a través de esa incision instrumentales de
menor didmetro (como el vitréctomo de cdmara
anterior, manipuladores de iris y canulas), evi-
tando asi el colapso de la cimara anterior durante
la cirugia.

4. Se administré en el espacio intracameral
abundante lidocaina al 1% sin conservante en
dilucion 1:2 de ringer lactato. Ademas también
se utilizo un ampolla de 1 ml de adrenalina al 1%o
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Figura 2. Gonioscopfa. Disgenesia de la linea de Schwalbe asociada a sinequias anteriores periféricas que generan una traccién del iris.

en 9 ml de solucién de ringer lactato sin conser-
vantes en el mismo espacio (dilucién 1:10). En
este momento de la cirugia se observo la apari-
cién de una pupila muy pequena y descentrada
hacia temporal.

5. Se colocd sustancia viscosa liviana de
hidroxipropilmetilcelulosa 2% suficiente para
proteger el endotelio, ocupando solo un tercio
de la cdmara anterior por delante del iris.

6. Se realizd una incisién corneal superior
(ICS) para el manejo de una segunda mano de
0,8 mm valvulada con un cuchillete de 15°.

7. Se generd a través de la IECI una puerta
de entrada al espacio retroiridiano a través de
una pequena iridotomia periférica inferior de
pequeiio didmetro con una tijera Wescott y una
pinza dentada de Castroviejo 0,12 mm.

8. Se le dio forma al espacio retroiridiano
inyectando a través de la iridectomia periférica
neoformada viscoelastico de hialuronato sodico
3% (HS) para traccionarlo y generar un domo de
convexidad superior hacia el endotelio corneal,
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ocupando los dos terceras partes de la camara
anterior sin tocar al endotelio.

9. Se ingreso ala camara anterior a través de la
ICS previamente realizada por delante del iris con
la pieza de mano de irrigacion continua.

10. Se procedio a utilizar un vitréctomo para
vitrectomia anterior de calibre 20 G por la IECI,
enhebrando a través de la iridotomia para hacer
un recorrido de 1,5 mm horizontal y luego incli-
narse hacia arriba hasta visualizar a través del iris
la silueta de la pieza de mano, para evitar entrar
en contacto con el cristalino y asi realizar una
pupiloplastia retroiridiana faquica pequena. Los
parametros utilizados fueron: “cut rate de 1000
cpm, rate asp 20 cc/min y un vacuum de 250
mmHg” (fig. 3).

11. En la técnica quirtrgica descrita se tratd
de respetar la disposicion de las fibras muscula-
res del dilatador del iris teniendo en cuenta que
se estaba bajo los efectos midridticos de las dro-
gas utilizadas, ya que bajo estas circunstancias la
pupila adquiere una posicién distinta en compa-
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Figura 3. Técnica quirurgica enfilando a través de la iridectomia inferior para realizar una pupiloplastia pequefia, dibujando un circulo en espiral
que se agranda paulatinamente.

racion al reposo. De esta forma, se trabajo con el
vitréctomo anterior al iris dibujando una figura
oval de diametro mayor vertical (fig. 4), ya que en
situacién de reposo terminaria siendo una pupila
oval de diametro horizontal (fig. 5).

12. Se realizé en un segundo tiempo —pre-
via colocacion de hialuronidato sédico 3% en
camara anterior— un estiramiento bimanual de
la neopupila utilizando dos manipuladores de iris
tipo “botdén de camisa” de Graether a través de las
incisiones superior e inferior previamente reali-
zadas para lograr un agrandamiento controlado
de la pupila neoformada (fig. 6).

13. Al herniarse el iris por la incision se reloca-
liz6 en su sitio mediante una espatula tipo Culler
de 2 mm.

14. Finalmente se aspird el viscoelastico desde
camara anterior a través de la neopupila por
delante del iris sin tocar el cristalino y se colocé

un punto de sutura en la IECI, dado su proxi-
midad con el borde palpebral y por el riesgo de
infeccion. En el caso donde la iridectomia que-
dase demasiado grande —por estiramiento u otra
causa— podria suturarse.

Asimismo, se colocd ciprofloxacina 0,3% + dexa-
metasona 0,1% pomada en la superficie ocular.

Posquiriirgico

Se realizé un tratamiento topico de colirio de
ciprofloxacina 0,3% mas dexametasona 0,1% por
un lapso de 30 dias, donde los primeros 15 dias
se indicaron 4 veces al dia para luego pasar a 2
veces por dia, otros 15 dias. La sutura se quit6 a
los 3 meses y los controles se realizaron a las 24
horas, a los 7 dias (fig. 7) y a los 3 meses. En las
figuras 6 y 7 se presentan imagenes retratadas
del intraquirargico y del posquirtrgico tardio.
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Figura 4. Imagen retratada del intraquirtrgico bajo efecto de Figura 5. Imagen retratada del posquirtrgico tardio, posterior ala
midridticos, inmediatamente posterior a la pupiloplastia. pupiloplastia.

Figura 6. Estiramiento bimanual de la neopupila, utilizando dos manipuladores de iris tipo “boton de camisa” de Graether.
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Figura 7. Pupila neoformada a los 7 dfas de la cirugia.

Discusion

Existen diversas causas que pueden generar
defectos de iris, ya sean congénitas (como el caso
presentado), adquiridas o traumaticas®. La alte-
racion pupilar en los pacientes con sindrome de
Axenfeld-Rieger puede resultar dificil de resol-
ver y esta situacion podra afectar tanto aspectos
funcionales de las aptitudes visuales de la persona
como el aspecto estético. El tipo de defecto del
iris puede categorizarse como: a) completo; b)
deficiencia pigmentaria y c) déficit de dilatacion
o constriccion. El caso presentado era el de una
paciente que tenia un severo déficit de dilatacion
asociado a una traccién con un importante des-
plazamiento que ocultaba la pupila, a tal punto
de que referia que nunca habia tenido una.

En 1976 se defini6 el concepto de pupilo-
plastia minimamente invasiva, introducido por
McCannel al describir una técnica donde se uti-
lizaba una aguja larga que pasaba a través de
dos paracentesis corneales para posteriormente
generar la aproximacion necesaria del iris, segiin
el caso’. Sobre esa base, la técnica fue sufriendo
modificaciones y mejoras®'’. Si bien existen otras
opciones que requieren de la utilizacién de insu-
mos y dispositivos prostéticos —lo cual agrega
también costos—, del trabajo actual se destaca
que se presento una técnica original que es dife-
rente a las previamente citadas, y que a su vez
incluye el uso del vitréctomo y materiales dispo-
nibles en cualquier quiréfano de oftalmologia.
Si bien esta descripcion se realiza en base a un
caso clinico y expresa la buena experiencia de los
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autores por la resolucidn obtenida, se espera que
otros médicos puedan comprobarla en una dife-
rente y mayor casuistica para conocer realmente
su alcance, indicaciones y limitaciones precisas.

Asimismo, se desea compartir esta técnica con
la comunidad cientifica destacando la importan-
cia que tendria en casos pediatricos, donde su
realizacion a temprana edad podria ser de uti-
lidad para evitar ambliopia y estrabismo por
una falta del estimulo visual necesario para una
correcta maduracion de la mirada. También se
deberia considerar en las personas adultas, ya
que este paciente ha logrado una recuperacion
de la agudeza visual, del campo visual, del estra-
bismo, algo que aun esta en seguimiento y se
espera poder compartir en un futuro reporte a
largo plazo, ademas de la evidente mejoria de la
parte estética ocular. Un aspecto importante res-
pecto de la cirugia es que se recomienda aspirar
el viscoelastico en la medida de lo posible para
evitar generar una catarata, no realizar neopupilas
muy grandes para no ocasionar una severa foto-
fobia, por lo cual se sugiere respetar el embrio-
toxon por posibles complicaciones inesperadas.
Finalmente, la presente técnica no implica una
mayor destreza y necesita de poco instrumental
como ya fue previamente sefialado.

Conclusion

En este trabajo se ha descrito una técnica
innovadora que permitié resolver un problema
crénico de una paciente adulta con sindrome de
Axenfeld-Rieger, que incluso desconocia que
tenia pupila en ese ojo, por un desplazamiento
traccional y excesivo déficit de dilatacion. Se

espera poder tener en el futuro una serie de mas
casos con mayor tiempo de seguimiento.
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Abstract

Objective: To present a novel surgical technique de-
fined as phakic retroiridian pupilloplasty that was
performed on a patient with Axenfeld-Rieger syn-
drome who had no defined pupil.

Surgical technique: Phakic retroiridian pupil-
loplasty is an original surgical technique involving
the creation of a sclerocorneal incision through a
peripheral iridotomy, with the surgeon working be-
hind the iris and creating a neopupil with an anterior
chamber vitrectome. It requires very few follow-up
visits and the patient’s recovery is fast. It has been
performed on an adult patient with Axenfeld-Rieger
syndrome and no complications have been observed
after 12 months of the procedure.

Conclusion: The surgical technique described here
has proven to be efficient and safe for the formation
of a pupil in an adult patient with Axenfeld-Rieg-
er syndrome. This might be of help to improve the
patient’s visual perception and esthetic appearance,
but mainly as an option in pediatric patients to avoid
conditions such as strabismus and amblyopia.

Key words: Axenfeld-Rieger syndrome, surgical
technique, phakic retroiridian pupilloplasty, ambly-
opia.

Pupiloplastia retroiridiana
Resumen

Objetivo: Presentar una novedosa técnica qui-
rurgica definida como pupiloplastia retroiridiana
faquica aplicada en una paciente con sindrome de
Axenfeld-Rieger que no tenia una pupila definida.
Técnica quirurgica: La pupiloplastia retroiridiana
faquica es una técnica quirdrgica original que se
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realiza tras una incision esclero-corneal a través de
una iridotomia periférica, trabajando por detras
del iris y realizando la neopupila con un vitrécto-
mo de camara anterior. No requiere de demasiados
controles oftalmoldgicos y su recuperacion es rapi-
da. Se realiz6 en una paciente adulta con sindrome
de Axenfeld-Rieger y no se han observado compli-
caciones a 12 meses de la cirugia.

Conclusidn: Se describe una técnica quirurgica
que resultd eficaz y segura para formar una pupi-
la en una paciente adulta con sindrome de Axen-
feld-Rieger. Esto podria ayudar a la mejora de su
percepcion visual y su aspecto estético, pero prin-
cipalmente se constituye como una opcioén en pa-
cientes pediatricos para evitar alteraciones como el
estrabismo y la ambliopia.

Palabras clave: sindrome de Axenfeld-Rieger, téc-
nica quirurgica, pupiloplastia retroiridiana faqui-
ca, ambliopia.

Pupiloplastia retroiridiana
Resumo

Objetivo: Apresentar uma nova técnica cirurgica
definida como pupiloplastia retroiridiana facica
aplicada em um paciente com sindrome de Axen-
feld-Rieger que ndo tinha uma pupila definida.
Técnica cirtrgica: A pupiloplastia retroiridiana
facica é uma técnica cirurgica original realizada
apds uma incisao esclero-corneana através de uma
iridotomia periférica, trabalhando atras da iris e
realizando a neopupila com uma vitrectomia de
camara anterior. Nao requer muitos controles of-
talmoldgicos e a recuperagao ¢ rapida. Foi realiza-
da em um paciente adulto com sindrome de Axen-
feld-Rieger e nenhuma complicagdo foi observada
12 meses ap0s a cirurgia.

Conclusao: Descrevemos uma técnica cirtrgica
que foi eficaz e segura para formar uma pupila
em um paciente adulto com sindrome de Axenfel-
d-Rieger. Isto poderia ajudar a melhorar sua per-
cep¢ao visual e aparéncia estética, mas € principal-
mente uma opg¢do em pacientes pedidtricos para
evitar disturbios como estrabismo e ambliopia.
Palavras-chave: Sindrome de Axenfeld-Rieger,
técnica cirurgica, pupiloplastia retroiridiana faci-
ca, ambliopia.
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Introduccion

Axenfeld-Rieger syndrome (ARS) is one of the
so-called iridocorneal dysgenesis syndromes',
and has been defined since its original descrip-
tion in 1920 as the development of a posterior
embryotoxon with iris strands attached to an
anteriorly displaced hypertrophic Schwalbe
line?, associated with the universe of congeni-
tal iris anomalies such as hypoplasia, corecto-
pia or polycoria’. It may also be associated with
glaucoma and systemic findings characterized as
bone, facial and/or dental defects*. ARS is a rare
disease affecting the eye bilaterally with an esti-
mated prevalence of 1/200,000 persons with no
gender predilection and characterized by auto-
somal dominant inheritance with complete pen-
etrance of variable expressivity”.

The aim of this work is to present a surgical
technique named phakic retroiridian pupil-
loplasty in a patient with ARS.

Surgical technique

A brief description of the case. We present a
27-year-old adult patient who came to the oph-
thalmological consultation referring that she
never had a pupil. She had no hereditary fam-
ily history and she did not use any optical aids.
As for her personal history, she mentioned sei-
zures associated with febrile episodes and neo-
natal jaundice treated with phototherapy. Upon
questioning, she reported that an ophthalmology
department tried to perform a laser pupilloplasty
on her, but due to her iridian thickness, it did
not work. At the initial examination, visual acu-
ity was measured, resulting in light vision in the
right eye (RE) and 10/10 in the left eye (LE) with-
out correction associated with a mild exotropia.
Slit-lamp biomicroscopy revealed the RE with a
formed anterior chamber and a transparent cor-
nea that allowed a depigmented and thinned iris
to be seen in the place where the pupil should be
located. At the level of the temporal peripheral
cornea, from 6 to 12 oclock, there was a signifi-
cant arched whitish ridge concentric to the lim-
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Figure 1. Anterior segment. Pupil occultation associated with a peripheral, whitish, arcuate ridge concentric to the limbus, affecting the entire

corneal thickness and corresponding to a posterior embryotoxon.

bus that affected the entire corneal thickness and
that would correspond to a posterior embryo-
toxon associated with anterior synechiae of the
peripheral iris, which generated traction with a
important displacement that hid the pupil (Fig.
1). Gonioscopy revealed dysgenesis of Schwalbe’s
line associated with peripheral anterior synechiae
that generated iris traction (Fig. 2). Eye pressure
was within normal parameters. Once the ophthal-
mological evaluation was completed, the surgical
option was explained to the patient and it was
decided to schedule a phakic retroiridian pupi-
loplasty, a technique that will be described below.
In the preoperative period, the use of combined
5% phenylephrine + 0.5% tropicamide topical
eye drops was indicated every 15 minutes from
2 hours before, associated with a topical treatment
of 0.3% tobramycin four times a day for a period
of three days.

Surgery

1. Initial antiseptic measures were carried out
by placing 5% iodine solution on the face, ocular
surface and cul-de-sacs.

2. Subtenon anesthesia was applied with a
curved 19G Stevens cannula, loaded with a mix-
ture of 0.75 ml of 1% lidocaine + 0.75 ml of 0.5%
bupivacaine, both without preservatives.

3. The surgeons chair and the microscope
optics were arranged in a temporal position with
respect to the patient’s position for better han-
dling of the instruments. An incision was then
made at the level of the inferior sclero-corneal
limbus (IECI) so as not to traumatize the 2.8
mm valved ridge corresponding to the posterior
embryotoxon. Comment: it may also be smaller
given that during surgery, in addition to the fact
that it tends to enlarge due to stretching, smaller
diameter instruments (such as the anterior cham-
ber vitrectomy, iris manipulators and cannulae)
were used through this incision, avoiding thus the
collapse of the anterior chamber during surgery.

4. Abundant 1% lidocaine without preservative
in 1:2 dilution of Ringer’s lactate was adminis-
tered into the intracameral space. In addition, an
ampoule of 1 ml of adrenaline at 1%o in 9 ml of
lactated Ringer’s solution without preservatives
was also used in the same space (1:10 dilution).
At this point in the surgery, the appearance of a
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Figure 2. Gonioscopy. Schwalbes line dysgenesis associated with peripheral anterior synechiae causing iris traction.

very small pupil decentered towards the tempo-
ral was observed.

5. Sufficient 2% hydroxypropyl methylcellu-
lose light viscous substance was placed to protect
the endothelium, occupying only one third of
the anterior chamber in front of the iris.

6. A superior corneal incision (ICS) was made
for the management of a 0.8 mm valved second
hand with a 15° knife.

7. Through the IECI, an entrance door to the
retroiridian space was generated through a small
inferior peripheral iridotomy of small diameter
with Wescott scissors and a 0.12 mm Serrated
Castroviejo forceps.

8. The retroiridian space was shaped by inject-
ing 3% sodium hyaluronate (HS) viscoelastic
neoformed peripheral iridectomy to pull it and
generate a dome of superior convexity towards
the corneal endothelium, occupying two thirds
of the anterior chamber without touch the
endothelium.

9. The anterior chamber was entered through
the previously performed ICS in front of the iris
with the continuous irrigation handpiece.

10. A 20 G caliber anterior vitrectomy was
used by the IECI, threading through the iridot-
omy to make a 1.5 mm horizontal path and then
tilting upwards until the silhouette of the hand-
piece was visualized through the iris, to avoid
coming into contact with the lens and thus per-
form a small phakic retroiridian pupilloplasty.
The parameters used were: “cut rate of 1000
cpm, rate asp 20 cc/min and a vacuum of 250
mmHg” (Fig. 3).

11. In the surgical technique described, an
attempt was made to respect the disposition of
the muscular fibers of the iris dilator, taking into
account that it was under the mydriatic effects of
the drugs used, since under these circumstances
the pupil acquires a different position compared
to the position of the pupil at body rest. In this
way, we worked with the vitrectomy anterior
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Figure 3. Surgical technique by threading through the inferior iridectomy to perform a small pupilloplasty, drawing a spiral circle that gradually
enlarges.

to the iris, drawing an oval figure with a larger
vertical diameter (Fig. 4), since at rest it would
end up being an oval pupil with a horizontal
diameter (Fig. 5).

12. A second time was performed —after
placing 3% sodium hyaluronate in the anterior
chamber— a bimanual stretching of the neop-
upil using two Graether “shirt button” type iris
manipulators through the upper and lower inci-
sions previously made to achieve a controlled
enlargement of the newly formed pupil (Fig. 6).

13. When the iris herniated through the inci-
sion, it was relocated in its place using a 2-mm
Culler-type spatula.

14. Finally, the viscoelastic was aspirated from
the anterior chamber through the neopupil in
front of the iris without touching the lens, and
a suture was placed in the IECI, given its prox-

imity to the eyelid margin and the risk of infec-
tion. In the case where the iridectomy was too
large —due to stretching or another reason— it
could be sutured.

Likewise, ciprofloxacin 0.3% + dexametha-
sone 0.1% ointment was placed on the ocular
surface.

Post-surgical

A topical treatment of 0.3% ciprofloxacin eye
drops plus 0.1% dexamethasone was carried out
for a period of 30 days, where the first 15 days
were indicated 4 times a day and then twice a day,
for another 15 days. The suture was removed at 3
months and controls were performed at 24 hours,
7 days (Fig. 7) and 3 months. Figures 6 and 7 show
intra-surgical and late post-surgical images.
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Figure 4. Portrait image of the intraoperative under mydriatics, Figure 5. Portrait image of the late postoperative period after
immediately after pupilloplasty. pupilloplasty.

Figure 6. Bimanual stretching of the neopupilla using two Graether “shirt button” iris manipulators.
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Figure 7. Neoformed pupil 7 days after surgery.

Discussion

There are various causes that can generate iris
defects, whether they are congenital (as in the case
presented), acquired or traumatic®. Pupil alteration
in patients with Axenfeld-Rieger syndrome can be
difficult to resolve and this situation may affect
both functional aspects of the person’s visual skills
and aesthetic appearance. The type of iris defect
can be categorized as: a) complete; b) pigmen-
tary deficiency and c) eye dilation or constriction
deficit. The case presented was that of a patient
who had a severe dilation deficit associated with
a traction with a significant displacement that hid
the pupil.

In 1976, the concept of little invasive pupil-
loplasty was defined, introduced by McCannel

when he described a technique in which a long
needle was used to pass through two corneal para-
centesis to subsequently generate the necessary
approximation of the iris, depending on the case’.
On this basis, the technique underwent modifi-
cations and improvements®'°. Although there are
other options that require the use of prosthetic
supplies and devices —which also adds costs—, the
current work highlights that an original technique
is presented and that is it different from those pre-
viously mentioned, and which in turn includes the
use of the vitrectome and materials available in
any ophthalmology operating room. Although this
description is based on a clinical case and expresses
the good experience of the authors due to the res-
olution obtained, it is hoped that other doctors
will be able to verify it in a different environment
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to really know its precise scope, indications and
limitations.

Likewise, it is desired to share this technique
with the scientific community, highlighting the
importance it would have in pediatric cases, where
its performance at an early age could be useful to
avoid amblyopia and strabismus due to a lack of the
visual stimulus necessary for a correct maturation
of the gaze. It should also be considered in adults,
since this patient has achieved a recovery of visual
acuity, of the visual field, of strabismus, something
that is still under follow-up and is expected to be
shared in a future long-term report, in addition to
the evident improvement of the ocular aesthetics.
An important aspect regarding surgery is that it is
recommended to aspirate the viscoelastic as much
as possible to avoid generating a cataract, not to
make very large neopupils so as not to cause severe
photophobia, for which it is suggested to respect
the embryotoxon due to possible unexpected com-
plications. . Finally, the present technique does not
imply greater skill and requires little instrumenta-
tion, as previously indicated.

Conclusion

In this work, an innovative technique has been
described that allowed to solve a chronic prob-
lem of an adult patient with Axenfeld-Rieger syn-
drome, who was unaware that she had a pupil
in her eye, due to tractional displacement and
excessive dilation deficit. It is hoped that in the
future we will be able to have a series of more
cases with a longer follow-up time.
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CASO CLINICO

Combinacion exitosa de técnicas para la reconstruccion
de la superficie ocular en una nifa con una quemadura
ocular unilateral por pirotecnia
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Recibido: 21 de diciembre de 2021. Resumen

Aprobado: 10 de febrero de 2022.
Objetivo: Presentar la combinacidn de técnicas qui-

Autor corresponsal rargicas utilizadas en la resolucién de la quemadura
Dra. Maria Agustina Borrone grave unilateral en una nifia de 9 afios.
Av. Monroe 3555 Caso clinico: Una nifia de 9 afios con antecedente
(1428) Buenos Aires, Argentina. de traumatismo/quemadura ocular por una bengala
45411 45464300 se presentd con conjuntivalizacion corneal dejando
mariaagustinaborrone@gmail.com menos de un cuadrante corneal libre. Se determiné
realizar un trasplante simple de células epiteliales
Oftalmol Clin Exp (ISSN 2718-7446) limbares y reconstruccién de la superficie ocular
2022; 15(1): e48-e54. con injerto de mucosa yugal logrando reformar fon-

dos de saco, eliminar las pestaias entropionizadas,
mantener la superficie desinflamada y la cérnea
central transparente durante los 6 meses posteriores
ala cirugia.

Conclusion: La combinacion de las técnicas SLET y
MMG en esta paciente logré mejorar las caracteris-
ticas de la superficie ocular.

Palabras clave: pirotecnia, quemadura ocular, trau-
matismo ocular, SLET, injerto de mucosa yugal, re-
construccion de la superficie ocular.

Successful techniques combination

for the reconstruction of the ocular
surface in a child with a unilateral ocular
firework-related burn
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Abstract

Objective: To present the combination of surgical
techniques used in the resolution of severe unilater-
al ocular burn in a 9-year-old girl.

Clinical case: A 9-year-old girl with a history of eye
trauma/ocular burn from a firecracker, presented
with corneal conjunctivalization and less than one
free corneal quadrant. It was decided to perform a
simple limbal epithelial cell transplant (SLET) and
reconstruction of the ocular surface with mucous
membrane grafting (MMG), achieving reform of
the cul-de-sac, eliminating entropionized eyelashes,
keeping the surface deflated and the central cornea
transparent during the 6 months after surgery. sur-
gery.

Conclusion: The combination of SLET techniques
and MMG in this patient managed to improve the
characteristics of the ocular surface.

Key words: firework, eye burn, ocular trauma,
SLET, MMG, ocular surface reconstruction.

Combina¢ao bem-sucedida de técnicas
para reconstrucao da superficie ocular
em uma menina com queimadura ocular
unilateral causada por pirotecnia

Resumo

Objetivo: Apresentar a combinagdo de técnicas ci-
rirgicas utilizadas na resolu¢do de queimaduras
unilaterais graves em uma menina de 9 anos.

Caso clinico: Uma menina de 9 anos de idade com
histéria de trauma /queimadura ocular por fogo
de bengala apresentou conjuntivalizagdo corneana
deixando menos de um quadrante corneano livre.
Optou-se por realizar transplante simples de célu-
las epiteliais limbicas e reconstrugdo da superficie
ocular com enxerto de mucosa bucal, conseguindo
reforma do fundo de saco, eliminando cilios entro-
pionizados, mantendo a superficie desinflada e a
cornea central transparente durante os seis meses
posteriores a cirurgia.

Conclusdao: A combinagio das técnicas SLET e
MMG neste paciente conseguiu melhorar as carac-
teristicas da superficie ocular.

Palavras-chave: pirotecnia, queimadura ocular,
trauma ocular, SLET, enxerto de mucosa jugal, re-
construgdo da superficie ocular.
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Introduccion

La pirotecnia continua utilizdndose en todo el
mundo para diversas celebraciones y actos festi-
vos'. A modo de ejemplo podemos mencionar la
Navidad y el Afio nuevo en diferentes paises del
mundo?, el dia de la independencia de Estados
Unidos® o los dias nacionales en otros paises:
Diwali, en India, también llamado “el festival de
las luces™, la finalizacion del Ramadén en paises
con culturas musulmanas’ y el ultimo miércoles
del afo persa en Iran, entre otros®.

Los paises cuentan con diferentes regulaciones
para el uso de la pirotecnia y se ha determinado
que estas normativas ayudan a reducir la cantidad
de accidentes’.

Segun las categorias adaptadas de la legisla-
cién del Reino Unido (BS 7114), los elementos
de pirotecnia pueden dividirse en 4 categorias:
I) pirotecnia para uso en el interior, II) pirotec-
nia para uso en jardines, III) muestra de fuegos
artificiales y IV) uso profesional®.

El uso incorrecto de la pirotecnia puede gene-
rar accidentes, provocar quemaduras severas en
personas de todas las edades e incluso puede dejar
graves secuelas’.

Para resolver estas secuelas, los procedimien-
tos quirurgicos que se realizan pueden integrar
exploracion y reparacion de ruptura ocular, enu-
cleacion, cirugia plastica reconstructiva, cirugias
de segmento posterior y anterior. Dentro de las
cirugias reconstructivas se incluye la reparacion
delalaceracion palpebral, los colgajos dérmicos,
la reparacion de entropidn y ectropion cicatricial,
y la reconstruccion de la superficie ocular con la
reparacion de simbléfaron e injerto de mucosa
yugal’®.

El objetivo de este trabajo es presentar la com-
binacién de técnicas quirurgicas utilizadas en la
resolucion de la quemadura grave unilateral en
una nifa de 9 afos.

Caso clinico

Se presenta el caso clinico de una nifia de 9 afios
sana que concurri6 al servicio de Oftalmologia del
Hospital Pediatrico “Prof. Dr. Juan P. Garrahan”
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Figura 1. Ojo derecho.

La madre refirié que la nifa sufrié un trauma-
tismo en el ojo izquierdo (OI) por una bengala
hacia 3 afios. Como antecedentes refirieron que
fue atendida de inmediato ante el traumatismo,
recibi6 tratamiento médico y se le realizaron dos
cirugias previas con colocaciéon de membrana
amniotica (MA) en el transcurso de los siguien-
tes 2 afos en el OI.

Al momento de la consulta presentaba agu-
deza visual (AV) sin correccion 20/25enel ODy
cuenta dedos en el OI. La motilidad ocular estaba
conservada. En la biomicroscopia se observo el
OD dentro de limites normales (fig. 1). El OI
mostro entropionizacion de tercio interno de las
pestafias del parpado superior (PS) con simblé-
faron que comprometia mas del 50% del PS. El
parpado inferior (PI) presentd simbléfaron sin
compromiso de la posicion del borde del parpado
ni pestanas. Present6 ademas borramiento de la
caruncula, conjuntivalizacion corneal de aproxi-
madamente 270 grados que se correspondia con
déficit de células madre limbares (LSCD) desde
hora 5 a hora 2, respetando parte de la cornea
temporal. A pesar de la conjuntivalizacién cor-

neal se logré evidenciar que la camara anterior
de OI estaba formada, el iris estaba conservado y
la pupila se encontraba sin alteracion de la forma
o posicion (fig. 2). La retina de OD no presento
alteraciones y la de OI se encontrd ecografica-
mente aplicada.

Se decidi6 reconstruir la superficie ocular para
prevenir la ambliopia y mejorar el aspecto estético
con un triple procedimiento utilizando la combi-
nacion de técnicas que incluyen injerto de con-
juntiva, injerto de mucosa yugal (mucous mem-
brane graft [MMG], por sus formas en inglés)
e injerto de células madre epiteliales limbares
(SLET, por sus siglas en inglés).

La cirugia comenz6 con la remocién del pan-
nus corneal 360 grados. Con esto se logré la libe-
racion del simbléfaron inferior y reformacion del
fondo de saco inferior. Se coloco el injerto de
conjuntiva (obtenido disecando la conjuntiva de
hora 12 del OD) sobre la esclera desnuda nasal.
Luego se procedio aliberar el simbléfaron del PS
con lo que se logré reformar el fondo de saco sin
injerto de conjuntiva y se procedié a realizar un
MMG en el borde del PS para evitar la reforma-
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ci6én de simbléfaron y lograr la correcta orienta-
cion de las pestafas. Para este procedimiento se
obtuvo una secciéon de mucosa del labio inferior
que se afiné eliminando los restos glandulares
y se sutur6 al borde del PS con suturas tipo sur-
get anclado de Vicryl 7.0. En la lesiéon bucal se
realizé una sutura continua con Vicryl 8.0 que
cicatrizé sin complicaciones en 7 dias.

Posteriormente se procedio a la remocion del
pannus corneal con la aparicion de la cérnea
transparente a nivel central y en casi toda la
periferia quedando un remanente nasal a pre-
dominio superior que presentaba cicatrizacion
mas profunda, donde ya habia sido previamente
tratada con dos injertos de MA. Se cubrio la cér-
neayla esclera perilimbar con MA y se procedid
a realizar la técnica SLET.

Para esta técnica se utilizé un pequefio seg-
mento de limbo del OD de 1 x 1 mm a par-
tir del cual se obtuvieron segmentos menores
para colocar sobre la membrana amnidtica en el
OL. Primero se adhiri6 la MA con adhesivo de
tibrina y dada la complejidad del caso se suturd
al limbo corneal con nylon 10.0 con puntos sim-
ples, paralelos al limbo. Luego se colocaron los
segmentos de tejido limbar del OD sobre la MA
y se fijaron con el mismo adhesivo. Finalmente
se colocd una lente de contacto que se retir6 a
la semana.
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Figura 3. Postoperatorio temprano luego de la remocién de pestanas.

El tratamiento postoperatorio consistié en la
colocacion de colirios de antibidtico por 15 dias
y corticoides en dosis decrecientes a lo largo del
primer mes posquirurgico.

En los sucesivos controles postoperatorios se
observo una buena respuesta en el PI con recons-
truccion del foérnix. El injerto conjuntival nasal
y el injerto de mucosa ayudaron a mantener for-
mado el férnix superior y la cérnea comenzé a
aclarar sin signos de conjuntivalizacion posterior.
El entropidn del tercio interno del PS se resol-
vi6 removiendo la base de las pestaias, inclu-
yendo sus foliculos para evitar su crecimiento
ya que la cauterizacion de ellas no logro resolver
el problema.

El entropién del parpado superior se resolvié
removiendo la base de las pestafias con ayuda de
un especialista en plastica ocular, que incluian
sus foliculos para impedir un nuevo crecimiento
ya que la cauterizacion no fue suficiente (fig. 3).

A los 6 meses de la cirugia, la superficie del OI
se encontraba estable, sin inflamacion, sin simb-
léfaron en ambos parpados. Los fondos de saco
estaban formados. La cdrnea estaba transparente
salvo en el area nasal (fig. 4). El ojo derecho no
presentaba déficit de células limbares. En enero
2019 continuaba en evaluacion ya que la vision
no logré mejorar a pesar del tratamiento y luego
discontinud el seguimiento.
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Figura 4. Ojo izquierdo 6 meses posteriores a la cirugia.

Discusion

Se ha presentado el caso clinico de una nifia con
una severa alteracion de la superficie ocular como
secuela de un accidente con pirotecnia sufrido 4
afos anteriores a la consulta. Teniendo en cuenta
las futuras implicancias estéticas y funcionales se
les ofreci6 a sus padres la posibilidad de intentar
un tratamiento reconstructivo. Consistia en un
triple procedimiento que logré mejorar aspectos
estructurales, que son la premisa para continuar
el proceso de rehabilitacion visual, para rever-
tir su ambliopia, lo que resulta otro desafio que
podra ser motivo de futuros trabajos.

Tabla 1. Severidad de lesiones oculares.

Los traumatismos oculares por pirotecnia con-
tindan siendo causa de importantes lesiones que
pueden llevar a la ceguera'”.

Segun la clasificacion de Karlson, publicada en
1986, las lesiones oculares se ordenan en las que
afectan al globo ocular y las lesiones periorbitarias;
y en base a su gravedad se subdividen en leves,
moderadas y severas (tabla 1)°.

Posteriormente, en 1996, Kuhn definié la nueva
clasificacién del trauma ocular donde contem-
pla lesiones de la pared, trauma ocular cerrado y
trauma ocular abierto'’. Las lesiones oculares que
mas frecuentemente producen los accidentes por
pirotecnia son las quemaduras oculares, seguidas
delos cuerpos extrafos y la irritacion conjuntival',
y varian desde lesiones que solamente se tratan
con tratamiento médico hasta injurias mas com-
plejas que requieren tratamiento quirurgico''. La
severidad de quemaduras depende del area que
afecta, la duracion del contacto y la temperatura
del objeto’?, y el dafio de las estructuras intraocu-
lares tiene influencia en el resultado final visual®.

La Sociedad Argentina de Pediatria informo en
el afio 2012 que al menos 1000 personas al afio
sufren lesiones por pirotecnia y que el 50% son
ninos (75% de estos son varones). Es importante
destacar que consistentemente con la literatura
publicada, en la Argentina también se detectd
que un 15% a un 30% de las lesiones ocurre en
los ojos'.

Una bengala puede alcanzar al quemarse una
temperatura de mas de 537°Cy puede causar que-
maduras de tercer grado®.

Tipo delesion Leve Moderada Severa
Lesion Abrasion corneal, cuerpo extraiio,  Contusion/hipema Herida corneal penetrante,
enelglobo iritis traumdtica, hemorragia laceracion escleral, cuerpo
esclera/conjuntival extrafio perforante, lesion
del nervio dptico, quemadura
alcalina, catarata traumatica,
desprendimiento de retina
Lesion Contusidn, abrasion, laceracion Quemadura periorbitaria mayora  Avulsién palpebral, laceracion con
periorbitaria 2,5 cmoen el tejido subcutdneoo  compromiso de la via lagrimal

contaminacion o avulsion del tejido
0 mds de 2 lesiones menores.
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En el departamento de emergencias de Estados
Unidos se informa que los nifios de 0 a 4 afos
presentan la tasa mas alta de pacientes tratados
con lesiones por fuegos artificiales' y el reporte de
seguridad de este pais informa que el 15% de las
lesiones por bengalas ocurre en los ojos".

En el Reino Unido en el afio 2005 se reportaron
298 casos de lesiones oculares por fuegos artificia-
les. Se registraron casos que varian desde traumas
minimos hasta enucleaciones'.

Durante el festival de Diwali de la India también
ocurren lesiones severas en la poblacion pedia-
trica’. Los paises con restricciones en el uso de la
pirotecnia tienen menor incidencia de accidentes’.

Es extremadamente importante la evaluacion
inmediata del paciente, determinar la severidad de
la lesion y su tratamiento®. Un porcentaje de los
pacientes con quemaduras requiere atencion oftal-
mologica (alrededor del 10%) y el 50% de estos
requiere alguna cirugia oftalmoldgica®.

La Sociedad Argentina de Pediatria explica que
cualquier artefacto de pirotecnia puede producir
lesiones. Se recomienda no utilizar pirotecnia clan-
destina y tratar de presenciar los fuegos artificiales
en exposiciones publicas con normas de seguridad
correspondientes®™.

Existen diferentes medidas para regular y redu-
cir el uso de pirotecnia en muchos paises pero a
pesar de esto los accidentes siguen ocurriendo>* .

La correcta evaluacion del paciente con una
quemadura ocular en la sala de emergencia y la
pronta consulta con el oftalmdlogo son elementa-
les para asegurar el mejor resultado final®".

El caso clinico presentado nos sirve para mos-
trar que los traumas oculares por pirotecnia pue-
den ser severos®. Pueden encontrarse lesiones
palpebrales, conjuntivales, corneales y déficit de
células madre limbares (LSCD)*.

Cuando se producen en niflos pueden generar
ambliopia y muchas veces los pacientes necesitan
multiples cirugias para poder obtener un buen
resultado final®.

Para que la reconstruccion de la superficie ocu-
lar tenga un buen resultado es imprescindible con-
tar con una buena lubricacion de la superficie*. Se
conoce que el SLET puede no tener un excelente
resultado cuando existen multiples cirugias previas
o cuando existe entropion cicatricial®.
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La colocacién de MA como técnica previa a la
realizacion de SLET no esta relacionada con el mal
resultado final y en nuestro caso el entropién pudo
ser resuelto con el injerto de mucosa yugal y la
remocion del tercio interno de las pestanas del PS.

EISLET combinado con MMG logr6 mejorar la
superficie ocular y mantenerla estable. A pesar de
que el SLET ha sido ampliamente utilizado para
el tratamiento de quemaduras por alcali, las que-
maduras térmicas asociadas a pirotecnia pueden
también tratarse con esta técnica obteniendo exce-
lentes resultados®.

La asociacién de los tratamientos quirurgicos
en conjunto entre el especialista en superficie ocu-
lar y el especialista en plastica logré restablecer la
estética palpebral. Junto a esta mejora se pudieron
también evidenciar cambios positivos de conducta
en la nifia, pasando de un comportamiento suma-
mente introvertido dado el aspecto de su Ol a una
conducta de mayor apertura e interaccion al fina-
lizar el tratamiento.

Es imprescindible que este tipo de terapéuticas
pueda aplicarse en centros oftalmoldgicos pediatri-
cos para que estos nifos tengan acceso a la posibi-
lidad de recuperacion de la transparencia corneal
y prevenir la ambliopia®.

Es importante destacar que existen medidas de
seguridad que se deben conocer antes del uso de los
diferentes elementos de pirotecnia. Colaboremos
para evitar estas lesiones que son causa prevenible
de ceguera en la poblacion pediatrica*.

Finalmente, a modo de conclusion, el presente
caso ha mostrado como la combinacién de las téc-
nicas quirurgicas de injerto de conjuntiva —SLET
e injerto de mucosa yugal— ha sido de utilidad
para mejorar las caracteristicas de la superficie
ocular de una nifa y restaurar la transparencia
corneal que habia sido ocasionada por un acci-
dente de pirotecnia.
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Resumen

Objetivo: Informar un caso clinico de sifilis ocular
tras considerar su reemergencia a nivel mundial y
también en la Argentina, donde inequivocamen-
te se registra un aumento de casos en los tltimos
anos.

Caso clinico: Una paciente joven que habia dor-
mido con las lentes de contacto colocadas presentd
disminucién de agudeza visual luego de haberse
rozado el ojo izquierdo con su dedo al retirarlas. Se
constat6 agudeza visual con correccion en ojo de-
recho (OD) de 6/10 y de 3/10 en el izquierdo (OI).
Segmento anterior indemne, sin lesiones corneales
en ambos 0jos (AO) y sin reaccion en camara ante-
rior. Test de Ishihara normal en OD (16/16) y alte-
rado en OI (0/16). Fondo de ojos: papila de bordes
difusos en AO, predominante en OI, asociado con
alteracion del brillo macular en AO.

Ante la presuncién de enfermedad general con
manifestacion neurooftalmoldgica se determind
derivar a la paciente para realizar una evaluaciéon
clinica completa, con realizacion de laboratorio, se-
rologias y neuroimagenes. Tras el estudio del caso,
resulté un diagndstico de sifilis ocular que, con el
tratamiento adecuado —10 dias de ceftriaxona en-
dovenosa 2 gr/dia, metilprednisolona endovenosa
1 gr/dia por 3 dias y al alta 2,4 millones de UI de
penicilina G procaina intramuscular semanal, por
3 semanas—, 4 meses mds tarde tuvo una recupe-
racion anatomo-funcional completa: 10/10 en AO.
Conclusidn: Resaltar la reemergencia de la sifilis y
sus multiples formas de presentacién a nivel ocu-
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lar, lo que obliga a pensarla como diagnéstico dife-
rencial ante cuadros oftalmoldgicos.

Palabras clave: sifilis, sifilis ocular, neurosifilis,
neurooftalmologia, uveitis, neurorretinitis, neuri-
tis.

Visual acuity decreases after sleeping
with contact lens: syphilis?

Abstract

Objective: It is a case report of ocular syphilis.
Syphilis is a re-emerging disease worldwide and
also in Argentina, where there has been an un-
equivocal increase in the number of cases in recent
years.

Case report: We report a case of a young female
patient who slept in contact lenses, and presented
decreased visual acuity after touching her left eye
with her finger to remove the lenses. We verified
that the corrected visual acuity in the right eye
(OD) was 6/10 and in the left eye (OS) was 3/10.
The anterior segment was undamaged, without
corneal lesions in both eyes (OU) and without in-
flammatory reaction in the anterior chamber. Ishi-
hara test was normal in OD (16/16) and altered in
OS (0/16). Fundus: papilla with diffuse edges in
OU, it was predominant in OS and it was associated
with altered macular brightness in OU.

Given the presumption of general disease with
neuro-ophthalmological manifestation, it was de-
termined to refer the patient for a complete clinical
evaluation, to perform a laboratory test, serology
test and neuroimaging. After the case study, diag-
nosis of ocular syphilis resulted, which with the ap-
propriate treatment —10 days of intravenous cef-
triaxone 2 gr/day, intravenous methylprednisolone
1 gr/day for 3 days and 2.4 million IU of penicillin
upon discharge G procaine intramuscular weekly,
for 3 weeks—, 4 months later she had a complete
anatomofunctional recovery: 10/10 in OU.
Conclusion: It is important to highlight the
re-emergence of syphilis and the multiple forms
of ocular manifestation, which forces us to think
of it as a differential diagnosis in ophthalmological
conditions.

Key words: syphilis, ocular syphilis, neurosyphilis,
neuroophthalmology, uveitis, neuroretinitis, neuritis.
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Diminuicao visual apos dormir com lentes
de contato: sifilis?

Resumo

Objetivo: Relatar um caso clinico de sifilis ocular
apos considerar seu ressurgimento mundial e tam-
bém na Argentina, onde houve um aumento ine-
quivoco de casos nos tltimos anos.

Caso clinico: Paciente jovem que dormia com len-
tes de contato colocadas, apresentou diminui¢do
da acuidade visual apds escovar o olho esquerdo
com o dedo ao retira-las. A acuidade visual com
correcdo foi de 6/10 no olho direito (OD) e 3/10 no
esquerdo (OE). Segmento anterior nao danificado,
sem lesoes corneanas em ambos os olhos (AO) e
sem reacdo na camara anterior. Teste de Ishihara
normal em OD (16/16) e alterado em OE (0/16).
Fundo: papila com bordas difusas na AO, predo-
minante em OE, associada a brilho macular altera-
do em AO. Diante do pressuposto de doenga geral
com manifestagao neuro-oftalmolégica, foi deter-
minado o encaminhamento do paciente para ava-
liagdo clinica completa, com estudos laboratoriais,
sorologicos e de neuroimagem. Apds o estudo de
caso, resultou o diagndstico de sifilis ocular, com o
tratamento adequado —10 dias de ceftriaxona in-
travenosa 2 g/dia, metilprednisolona intravenosa 1
g/dia por 3 dias e 2,4 milhdes de UI de penicilina
G procaina intramuscular semanal, por 3 sema-
nas—, 4 meses depois, ele teve uma recuperagao
anatomo-funcional completa: 10/10 em AO.
Conclusao: destacar o ressurgimento da sifilis e
suas multiplas formas de apresentacdo ao nivel
ocular, o que nos obriga a pensa-la como um diag-
nostico diferencial em condi¢des oftalmologicas.
Palavras-chave: sifilis, sifilis ocular, neurossifilis,
neuro-oftalmologia, uveite, neurorretinite, neurite.

Introduccion

La sifilis es una enfermedad sistémica infec-
to-contagiosa y de transmision sexual causada
por la bacteria espiroqueta Treponema pallidum,
que fue reconocida en la literatura por primera
vez en Europa a finales del siglo XV, en 1530,
cuando el médico y poeta Girolamo Fracastoro
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escribio un poema o antiguo mito sobre un pastor
llamado Sifilis'2.

Es conocida también como “la gran simu-
ladora” por la capacidad de imitar la forma de
presentacion de muchas otras enfermedades, ya
que se puede evidenciar una extensa variedad de
manifestaciones clinicas que afectan a muchos
o6rganos del cuerpo humano, incluida la piel, el
corazdn, los vasos sanguineos, los huesos, el sis-
tema nervioso y el ojo®. Especificamente a nivel
ocular se ha documentado que puede afectar casi
la totalidad de las estructuras oculares, por lo cual
también se puede observar signo-sintomatologia
variable y extensa a expensas de la infeccién por
el Treponema pallidum y dicha alteraciéon puede
producirse en cualquier etapa de la infeccion sis-
témica, independientemente del estado de inmu-
nidad y coinfeccién con VIH?>.

A nivel mundial se ha registrado una reemer-
gencia de sifilis en los ultimos afios. La OMS
estim6 en 2012 que se produjeron 5,6 millones
de nuevos casos de sifilis entre adolescentes y
adultos de 15 a 49 afios en todo el mundo, con una
tasa de incidencia de 1,5 casos por 1000 mujeres
y 1,5 por 1000 hombres. Se estimaron 18 millo-
nes de casos prevalentes de sifilis en 2012, con
una mayor prevalencia reportada en paises en
desarrollo, predominantemente en Africa’. Por su
parte, el Centro para el Control y la Prevencion
de Enfermedades (CDC) informé en 2018 que la
incidencia de sifilis en los Estados Unidos habia
superado a los registrados en los tltimos 20 afos,
con un incremento en los casos del 81% entre
2014y 2018’

Por lo anteriormente mencionado y con una
tinalidad educativa, el propdsito de este trabajo
es presentar un caso clinico de neurorretinitis
por sifilis cuya manifestacion inicial resulto algo
confusa.

Caso clinico

A propdsito de un caso clinico de una paciente
femenina de 26 anos de edad, con antecedentes
clinicos de alopecia en cola de ceja tratada con
corticoide dérmico 6 meses previos a la consulta,
sin otros antecedentes clinicos ni alérgicos de

relevancia. Concurrid a una consulta de guardia
en nuestra institucion refiriendo que 48 horas
previas a la consulta habia dormido con las lentes
de contacto colocadas y tras su extraccion se rozo
el ojo izquierdo con su dedo y desde ese entonces
notd una mancha en el centro del campo visual
de ese ojo.

Se procedié a la evaluacion de la agudeza visual
(AV), donde se constato en ojo derecho (OD) AV
de 6/10 con su correccion y en ojo izquierdo (OI)
una AV de 3/10 con su correccidn. Tras eviden-
ciar mediante el examen de lampara de hendi-
dura un segmento anterior indemne, sin lesio-
nes en cdrnea en ambos ojos (AO) y sin células
en camara anterior, se procedi6 evaluar la vision
cromatica que resulté normal en OD (16/16 con
test de Ishihara) y estaba alterada en OI con un
resultado de 0/16.

Se procedid a hacer un fondo de ojos donde
se evidencid papila de bordes difusos AO, pre-
dominante en OI, asociado a alteracién del brillo
macular en AO con retina aplicada en AO. En el
mismo momento, se realizé también un OCT y
una campimetria computarizada. En el OCT se
observd una alteracion en las capas externas de
la retina en el sector foveolar de ambos ojos y en
el estudio del ONH, un aumento del espesor del
anillo neurorretinal compatible con edema del
disco optico de forma bilateral, predominante en
ojo izquierdo. En la campimetria se observé en
ojo derecho leve disminucion de la sensibilidad
periférica en sector inferior y en ojo izquierdo,
disminucién generalizada de la sensibilidad con
predominio nasal e inferior; ambos ojos presen-
taron sensibilidad central dentro de parametros
normales.

Al ser una institucion monovalente y ante la
presuncion de enfermedad general con manifes-
tacion neurooftalmoldgica, se determiné deri-
var a la paciente para realizar una evaluacion
clinica completa con laboratorio, serologias y
neuroimagenes.

A las dos semanas concurrié nuevamente a
control oftalmolégico. Trajo consigo una epicri-
sis de su internacion y resultados de diferentes
estudios: RNM de cerebro y 6rbita, hemograma,
estudios reumatologicos, puncién lumbar y sero-
logias con un unico hallazgo positivo: FTA-ABS
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Figura 1. Evolucion de la agudeza visual y la vision periférica mediante campimetria computarizada, al inicio, al mes y a los 4 meses de haber

iniciado el cuadro.

reactiva y VDRL positiva (64 Dils), con lo que el
diagnostico fue neurorretinitis bilateral de causa
sifilitica.

Recibi6 durante su internacion: 10 dias de anti-
bioticoterapia endovenosa con ceftriaxona 2 gr/
dia, metilprednisolona endovenosa 1 gr/dia por
3 dias y al alta, 2.4 millones de UI de penicilina G
procaina intramuscular semanal por 3 semanas.
Posteriormente se realizaron controles oftalmo-
légicos cada 15 dias donde se fue evidenciando
mejora del cuadro clinico, con mejoria de la AV
(10/10 con su correccion en AO), disminucién
del edema de papila AO y mejoria de la histoar-
quitectura macular de AO; recuperacion ad inte-
grum a los 4 meses. En las figuras 1, 2 y 3 se
observa la evoluciéon oftalmologica del caso al
inicio, al mes y a los 4 meses.

Discusion

Segun un informe del afio 2020 del Ministerio
de Salud de la Nacion (MSAL), entre 2018 y 2019
se registro un aumento de los casos reportados
de sifilis en la Argentina, mas alto en mujeres
(9,8%) que en varones (2,3%)%. A esto se debe
agregar que hay casos no notificados o, peor aun,
no diagnosticados. Este aumento de inciden-
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cia se describe en adolescentes y en adultos sin
modificaciones por clase social segun el Boletin
Integrado de Vigilancia Epidemioldgica del MSAL.
Por lo tanto, el presente caso resulta importante
en el contexto de la oftalmologia para recordar
que la sifilis es una patologia infectocontagiosa
reemergente y que tiene multiples formas de pre-
sentacion a nivel ocular, por lo que es conocida
coloquialmente como “la gran simuladora”. Por
lo tanto, se la debe tener en cuenta como diag-
ndstico diferencial ante diversos cuadros de afec-
tacion ocular*>°.

Es también importante destacar que la biblio-
grafia publicada recomienda que la sifilis ocular
debe tratarse de forma equivalente a los cuadros
de neurosifilis (18-24 millones Ul/dia de peni-
cilina G acuosa cristalina endovenosa, adminis-
trada como 4 millones Ul cada 4 horas o en infu-
sién continua por 10 a 14 dias)>*°. En cuanto al
uso de corticoides para disminuir la inflamacion
en el caso de la sifilis ocular, la bibliografia des-
aconseja el uso en forma intravitrea'®!! y avala
el uso de esteroides de forma tdpica o incluso
orales o perioculares en caso de complicaciones
oculares asociadas a la inflamacion, como por
ejemplo el edema macular. Sin embargo, esta
descrita la disminucion de la inflamacién con la
subsiguiente mejoria visual en el término de un
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Basal 1 mes 4 meses

Figura 2. Aspecto del fondo del ojo derecho registrado mediante retinografia color y tomografia de coherencia optica al inicio, al mes y a los 4
meses de haber iniciado el cuadro.

Basal 1 mes 4 meses

Figura 3. Aspecto del fondo del ojo izquierdo registrado mediante retinografia color y tomografia de coherencia dptica al inicio, al mes y a los 4
meses de haber iniciado el cuadro.
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mes bajo tratamiento adecuado con penicilina'.
Sibien el tratamiento que recibi6 la paciente no es
el recomendado como primera linea, se asemeja a
la forma que propone la bibliografia para pacien-
tes alérgicos a la penicilina (ceftriaxona 1-2 gr/dia
intramuscular o intravenosa por 10-14 dias)>®°.

Finalmente y a modo de conclusion, el presente
caso refleja una vez mas la importancia de realizar
una correcta y ordenada exploracion oftalmolo-
gica, mas alld de la presuncidn inicial. El examen
del fondo de ojos conduce a pensar diagndsticos
diferenciales que muchas veces deberan desarro-
llarse con la asistencia de otras especialidades. La
sifilis ocular es una patologia reemergente, con
diversas manifestaciones oftalmoldgicas, por lo
cual siempre debe considerarse en los algoritmos
diagndsticos de pensamiento.
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Resumen

Objetivo: Reportar un caso de linfoma orbitario T en
paciente HIV y revisar el tema.

Caso clinico: Se presenta el caso de un paciente joven
de sexo masculino que acude a la guardia de urgen-
cias oftalmoldgicas del Hospital Interzonal General
Agudos Prof. Dr. R. Rossi de la ciudad de La Plata,
provincia de Buenos Aires, Argentina, a mediados de
diciembre de 2017. Refiri6 dolor incapacitante e in-
flamacion en ojo izquierdo de 15 dias de evolucion
asociado a sindrome febril, pérdida de peso en los
ultimos meses y HIV+ sin tratamiento. Al examen
oftalmoldgico se constaté edema bipalpebral a ten-
sion, proptosis marcada y orbita congelada. Debido
a su forma y contexto se hospitaliza para un estudio
multidisciplinario con toma de biopsia orbitaria. Se
concluyé diagnéstico de linfoma linfoblastico T de
alto grado de drbita. Se indic quimioterapia sistémi-
ca con buena respuesta del cuadro sistémico y ocular.
Conclusiones: Los linfomas orbitarios representan
el 1% de todos los linfomas no Hodgkin. Dentro de
estos, la estirpe T es extremadamente rara y agresiva,
siendo importante su diagnéstico oportuno interdis-
ciplinario.

Palabras clave: linfoma, orbita, linfoma tipo T, HIV.

Orbital T cell ymphoma in an HIV-positive
patient: a case report

Abstract

Objective: To report on a case of orbital T cell lym-
phoma in an HIV-positive patient and to revisit the
topic.
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Clinical case: Case presentation of a young male
patient presenting to the ophthalmic emergency
room of “Hospital Interzonal General Agudos Prof.
Dr. R. Rossi” of the city of La Plata, province of
Buenos Aires, Argentina, in mid-December 2017.
He referred disabling pain and inflammation of the
left eye of 15 days of evolution that was associated
with febrile syndrome and weight loss in the past
months, as well as untreated HIV. Ophthalmic ex-
amination revealed tense upper and lower eyelid
edema, marked proptosis and frozen orbit. Given
the patient’s presentation and setting, he is admit-
ted to hospital for a multidisciplinary evaluation,
and an orbital sample was collected for histopatho-
logic analysis. Diagnosis of advanced stage orbit-
al T lymphoblastic lymphoma was established.
For this reason, systemic chemotherapy was pre-
scribed, with good response of both the systemic
and ocular pictures.

Conclusions: Orbital lymphomas account for 1%
of all non-Hodgkin lymphomas, and among these,
type T is extremely rare and aggressive. Therefore,
timely interdisciplinary diagnosis is very import-
ant.

Key words: lymphoma, orbit, T lymphoma, HIV.

Linfoma T orbital em paciente HIV+:
relato de caso

Resumo

Objetivo: Relatar um caso de linfoma T orbital em
paciente HIV e revisar o tema.

Caso clinico: Apresenta-se o caso de um paciente
jovem do sexo masculino que compareceu ao pron-
to-socorro oftalmoldgico do Hospital Geral Interzo-
nal Agudos Prof. Dr. R. Rossi da cidade de La Plata,
provincia de Buenos Aires, Argentina, em meados
de dezembro de 2017. Referia dor incapacitante e
inflamagao no olho esquerdo de 15 dias de evolucao
associada a sindrome febril, emagrecimento nos tl-
timos meses e HIV+ sem tratamento. O exame oftal-
molégico revelou edema bipalpebral tensional, prop-
tose acentuada e drbita congelada. Pela sua forma e
contexto, foi internado para estudo multidisciplinar
com bidpsia orbitaria. O diagnostico foi de linfoma
linfoblastico T de alto grau da drbita. A quimiotera-
pia sistémica foi indicada com boa resposta aos sin-
tomas sistémicos e oculares.

Conclusdes: Os linfomas orbitais representam 1% de
todos os linfomas nao Hodgkin. Dentre eles, a linha-
gem T é extremamente rara e agressiva, sendo impor-
tante seu diagnostico interdisciplinar oportuno.
Palavras-chave: linfoma, 6rbita, linfoma do tipo T,
HIV.

Introduccion

Los linfomas se definen como procesos neo-
plasicos de las células linfoides que se originan
en los tejidos linfaticos. Segun la Organizacion
Mundial de la Salud (OMS), se pueden dividir en
dos categorias de acuerdo con la estirpe celular:
los linfomas de tipo Hodgkin (LH) y los linfomas
de tipo no Hodgkin (LNH)'. Estos ultimos son los
que con mayor frecuencia afectan al globo ocular
y sus anexos (90%) y los de estirpe B son los mas
frecuentes (80%). De estos, el subtipo histolégico
tipico es el linfoma MALT. Los de estirpe T son
extremadamente raros y muy agresivos'.

Los LNH son mas frecuentes en personas de
sexo femenino, presentandose principalmente
entre la quinta y séptima décadas de la vida con
aumento en la incidencia hasta alcanzar un pico
alos 80 afos. Los linfomas orbitarios representan
el 1% de todos los LNH, representando el 55% de
todos los tumores orbitarios'. El sitio mas comun
de presentacion de LNH corresponde a los ane-
xos oculares, entre los que destacan conjuntiva,
parpados, glandula lagrimal y érbita. De todos los
linfomas orbitarios el 30%-35% estd relacionado
con LNH sistémicos, por lo que es importante
determinar si el linfoma es primario o secundario’.

Los pacientes que presentan algun tipo de inmu-
nodeficiencia como sindrome de inmunodeficien-
cia adquirida (SIDA) tienen riesgo aumentado de
desarrollar este tipo de neoplasias comparado con
la poblacién general debido probablemente a la
afinidad del virus de inmunodeficiencia humana
(HIV) por las células linfoides®. El riesgo de que un
paciente con SIDA desarrolle un LNH varia entre
un 3% y un 8%, y casi en un 30% de los casos el
diagndstico de linfoma precede al de SIDA?. Los
LNH estan incluidos como enfermedad marcadora
de SIDA desde el afio 1985 y son la segunda neo-
plasia mas frecuente luego del sarcoma de Kaposi.
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Figura 1. Proptosis axial, edema bipalpebral.

La infiltracion linfomatosa de la 6rbita aparece en
el 1%-3% de estos pacientes?, siendo ésta la locali-
zacidn mas frecuente. No obstante, se trata de una
manifestacion rara, afectando a pacientes jovenes
entre 22-44 afos, HIV positivos y con preponde-
rancia en sexo masculino. Los pacientes HIV+ pre-
sentan riesgo aumentado de desarrollar neoplasias
comparado con la poblacién general®. Cabe des-
tacar que no se aprecia relacion entre la aparicion
del tumor con el nivel de CD4, pero si determina
estadios avanzados y compromiso sistémico’.

Presentacion del caso clinico

Consulta a nuestra guardia oftalmolégica un
paciente vardn de 23 afos por cuadro de 15 dias
de evolucion. Refirié dolor incapacitante e infla-
macion en ojo izquierdo asociado a fiebre, dis-
nea, sudoracién en las ultimas 48 horas y pér-
dida de peso en los tltimos meses. Manifiesta
que durante el comienzo del cuadro consult6 en
varias oportunidades donde se le indicé medi-
cacion tdpica para conjuntivitis sin obtener res-
puestas favorables. Como antecedentes generales,
refiere HIV+ sin tratamiento al momento de la
consulta, hernia testicular y que era usuario de
drogas ilicitas.

Como antecedentes familiares indicé padre
fallecido por SIDA y madre también fallecida
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Figura 2. TC 6rbita y encéfalo sin contraste, corte axial.

sin especificar la causa. Neg6 antecedentes
oftalmologicos.

Al examen ocular de ojo derecho se constato:
agudeza visual: 10/10; movimientos extraocu-
lares y reflejos pupilares: conservados; biomi-
croscopia: cdrnea clara, cdmara anterior forme,
pupila redonda y reactiva. Presiéon intraocu-
lar: 12 mmHg y fondo de ojo: normal. En ojo
izquierdo se aprecid: agudeza visual: amaurosis;
reflejos pupilares arreactivos; érbita congelada;
edema bipalpebral a tension, proptosis axial con
eritema hemifacial (fig. 1); biomicroscopia: media
midriasis; presion intraocular no evaluable; fondo
de ojo: papila hiperémica, desprendimiento de
retina exudativo en embudo con compromiso de
polo posterior y media periferia en 360 grados.

Se solicité tomografia de drbita y encéfalo cor-
tes axiales, coronales y sagitales de 2 mm sin con-
traste, en donde en corte axial se observd masa
difusa orbitaria, de densitometria de partes blan-
das, de gran tamano, extra e intraconal con des-
plazamiento superior, condicionando signos de
proptosis del globo ocular (distancia intercigo-
matica de 32 mm, VN: 21 mm) (fig. 2).

Se solicité interconsulta a los servicios de cli-
nica médica, infectologia y oncologia por sospe-
cha inicial de celulitis orbitaria versus enfermedad
maligna local o metastasica y/o enfermedad opor-
tunista sistémica. Previa toma de hemocultivos,
durante el trascurso de la internacion se indicd
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vancomicina 1g cada 12 horas EV; clindamicina
600 mg cada 8 horas EV; ketorolac 30 mg cada 12
horas EV; dexametasona 8 mg cada 12 horas EV,
eritromicina ungiiento. Por falta de respuesta al
tratamiento médico instaurado se indico biopsia
quirudrgica y procedimiento descompresivo orbi-
tario. Durante la internacion se confirmo el diag-
nostico de tuberculosis pulmonar por lo que se
inici6 el tratamiento especifico.

A los diez dias se recibio el diagnéstico de

anatomia patoldgica del tejido analizado bajo
microscopia dptica con tincién de hematoxilina
y eosina: linfoma linfoblastico de alto grado. El
analisis inmunohistoquimico confirmé la estirpe
T del linfoma CD3 (+), TdT (+), CD20 (-), por lo
que se derivo al servicio de oncohematologia para
estadificacion y tratamiento.
_ b 3 El andlisis de laboratorio determin6 compro-
Figura 3. Disminucion de proptosis, queratinizacién corneal. No se miso hepético (LDH: 680 UL/I, FAL: 712 UI/L,
distinguen estructuras de segmento anterior. TGO: 71 UI/I, TGP: 162 UI/I), el recuento de
CD4 fue de 157 células/pl, carga viral de 98.544
copias. La tomografia de cuello, térax, abdomeny
pelvis report6 adenopatias superficiales de cuello,
mediastinales y hepatoesplenomegalia. Comenzé
quimioterapia sistémica para linfoma linfoblastico
T de alto grado con metastasis en drbita. La evo-
lucién oftalmolégica desde la primera consulta
hasta los tres meses posteriores mostré mejoria
de la masa orbitaria y de la superficie corneo-con-
juntival (figs. 3 a 5). La atencion clinico-oftalmo-
légica resultd dificultosa por falta de adhesion al
seguimiento y tratamiento debido a un contexto
familiar y econdmico complejo. La agudeza visual
persistié en amaurosis; el fondo de ojo no se pasaba
por opacidad de medios; ecografia, vitreo libre de
ecos, retina ecograticamente aplicada.

Discusion

La infiltracion linfomatosa de la 6rbita es infre-
cuente tanto en pacientes HIV como no HIV, mds
aun siel LNH es de células T. Un punto a destacar
en los pacientes HIV es que no hay relacién entre
la aparicién del tumor con el nivel de CD4, pero
si su valor es inferior a 350 cél/ul como en este
caso se asocia a estadios avanzados y, por lo tanto,
compromiso sistémico’.

Figura 5. Globo ocular forme sin quemosis, leucoma corneal.
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Comparandolo con la literatura, en un estu-
dio de linfoma ocular —donde reportaron 353
casos de pacientes con linfoma de los anexos
oculares diagnosticados en el Hospital General
de Massachussetts entre 1974 y 2005, incluyendo
a 153 hombres y 200 mujeres con un rango etario
entre 7-95 aios— observaron que 277 pacientes
no tenian historia de linfomas sistémicos, pero 76
si, y de estos solo 1 presento linfoma de células T,
lo que expresa la rareza de este caso.

Otro estudio publicado en 2018 por los
Departamentos de Oftalmologia del Hospital
Northwell Great Neck y del Hospital Mount Sinai
de Nueva York, describié dos casos de linfoma
linfoblastico de células T de los anexos oculares
donde los pacientes eran jovenes, varones, sin ante-
cedentes de jerarquia, que en la consulta refirieron
ojo rojo e inflamacion del parpado superior, y al
momento del diagnéstico presentaban compro-
miso sistémico con invasién orbitaria’.

En una revisién que se realizé en Ciudad del
Cabo, Sudafrica, discutieron las principales carac-
teristicas clinicas de los anexos oculares mas fre-
cuentes y las manifestaciones orbitarias de la
infeccion por HIV, asi como las pautas basicas
de manejo basadas en su experiencia clinica con
la enfermedad del HIV en Africa subsahariana
durante mas de dos décadas. En uno de los estu-
dios, comprendido por 22.623 personas diagnos-
ticadas con HIV, entre el 1° de enero de 1990 y el
31 de diciembre de 2010, se diagnosticaron a su
vez 4.545 casos de carcinomas primarios, donde
las tasas fueron elevadas para sarcoma de Kaposi,
LNH, LH y sélo el 1% correspondia a linfoma
orbitario®.

En el presente caso, el contexto social, familiar y
econdmico del paciente era complejo, con falta de
acompafamiento y un marcado estado depresivo
con rasgos suicidas, lo que requirié la intercon-
sulta con el servicio de salud mental de nuestra
institucion para acompafiamiento terapéutico.
Ademas, se present6 a la consulta con un cuadro
clinico muy avanzado, asociado a multiples pato-
logias no tratadas. Debido a lo mencionado ante-
riormente, hubo falta de adhesion al seguimiento
y tratamiento, concluyendo en el abandono del
mismo con pérdida completa del contacto con el
paciente.
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Conclusion

Los linfomas que afectan a la érbita son padeci-
mientos infrecuentes; se debe tener un alto indice
de sospecha de malignidad ante la presencia de
proptosis, edema bipalpebral, ptosis, movimien-
tos oculares restringidos asociados a antecedentes
de HIV+. Teniendo en cuenta que la estirpe T es
extremadamente rara y muy agresiva, el diagnos-
tico anatomo-patoldgico debe ir seguido de su
estadificacion para confirmar si el origen es pri-
mario o secundario. El caso reportado resalta la
importancia del diagndstico oportuno por parte
del oftalmoélogo y la atencidn interdisciplinaria
debido a la mayor frecuencia de enfermedad sis-
témica con pobre sobrevida.

Atento a las referencias bibliograficas consul-
tadas, se puede decir que los linfomas orbitarios,
puntualmente los de estirpe T, no sé6lo tienen una
presentacion inusual, sino que cuentan con un
curso de rapida progresion, gran agresividad y
compromiso sistémico.
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Paralisis ocular multiple asociada a herpes zoster virus
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pranaco: 10 deleblerode Objetivo: Informar el caso de un paciente mascu-

lino diabético que desarrollé una paralisis ocular
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Dr. Benjamin Anargyros mult1p}g en el‘ periodo de convalecencia de una
Av. Juan B. Justo 4151 queratitis disciforme por herpes zoster con afecta-
(C1416DJ1) Buenos Aires cién dermatoldgica periocular, que tuvo una com-
(54-11) 4581-7766 pleta recuperacion tras el tratamiento.

Caso clinico: Se presento a la guardia del Hospital
Dr. Pedro Lagleyze un paciente masculino de 71
Oftalmol Clin Exp (ISSN 2718-7446) afllos de 'edad que con§ulté por dolor y una erup-
2022: 15(1): e66-¢71. cion vesicular en hemicara derecha. Se instaur¢ el
tratamiento con antiviral tépico y sistémico y cor-
ticoides tdpicos pero, a pesar de resaltar la impor-
tancia del seguimiento a corto plazo, el paciente
concurri6 recién un mes después refiriendo diplo-
pia binocular. Al examen oftalmolégico conserva-
ba buena agudeza visual (20/20 en cada ojo) pero
tenia una alteracion de motilidad ocular (paralisis
completa) con ptosis parcial en ojo derecho y sin
alteracion del segmento anterior ni fondo de ojos.
Tras interconsulta con servicios de clinica médi-
ca y neurologia se realizaron neuroimagenes que
fueron normales. Se decidi¢ adicionar al régimen
terapéutico de aciclovir, corticoides sistémicos y
tras cierto tiempo se observo la recuperacion de la
motilidad ocular y la resolucidn de la ptosis.
Conclusion: El herpes zoster oftdlmico se mani-
fiesta de manera sumamente variada, por lo que se
resalta la importancia de considerar las asociacio-
nes neurooftalmoldgicas, como la descrita en este
trabajo, de paralisis oculomotora multiple.
Palabras clave: herpes zoster virus, herpes zoster
oftalmico, paralisis ocular, pardlisis ocular multi-
ple, neurooftalmologia, queratitis, ptosis; diplopia.
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Multiple ocular paralysis associated with
herpes zoster virus

Abstract

Objective: To report the case of a diabetic male
patient who developed multiple ocular paralysis
during the convalescence period of a herpes zoster
keratitis disciformis with periocular dermatologic
involvement, who recovered completely after treat-
ment.

Clinical case: A 71-year-old male patient presented
to the emergency room of Dr. Pedro Lagleyze Hos-
pital with pain and vesicular eruption in the right
hemicara. Treatment with topical and systemic an-
tiviral and topical corticosteroids was started but,
despite emphasizing the importance of short-term
follow-up, the patient only attended one month lat-
er reporting binocular diplopia. On ophthalmolog-
ic examination he had good visual acuity (20/20 in
each eye) but he had an ocular motility alteration
(complete paralysis) with partial ptosis in the right
eye and no alteration of the anterior segment or
fundus. After consultation with medical clinic and
neurology services, neuroimaging was performed
and was normal. It was decided to add systemic cor-
ticosteroids to the therapeutic regimen of acyclovir,
and after some time, recovery of ocular motility and
resolution of the ptosis was observed.

Conclusion: Herpes zoster ophthalmicus manifests
in a very varied way, so it is important to consider
neuro-ophthalmologic associations, such as the one
described in this work, of multiple oculomotor palsy.
Key words: herpes zoster virus, herpes zoster oph-
thalmicus, ocular palsy, multiple ocular palsy, neu-
roophthalmology, keratitis, ptosis, diplopia.

Paralisia ocular miiltipla associada ao
virus herpes zoster

Resumo

Objetivo: Relatar o caso de um paciente diabético
do sexo masculino que desenvolveu paralisia ocu-
lar multipla durante o periodo de convalescenga de
ceratite disciforme por herpes zoster com acometi-
mento dermatoldgico periocular, que teve recupe-
ragdo completa apos tratamento.

Caso clinico: Paciente do sexo masculino, 71 anos,
que consultou por dor e erupgao vesicular no lado

direito da face, apresentou-se ao guarda do Hos-
pital Dr. Pedro Lagleyze. Foi iniciado tratamento
com antivirais topicos e sistémicos e corticoide td-
pico, mas, apesar de destacar a importéncia do se-
guimento em curto prazo, o paciente compareceu
um més depois, relatando diplopia binocular. Ao
exame oftalmoldgico, apresentava boa acuidade vi-
sual (20/20 em cada olho), mas apresentava distur-
bio de motilidade ocular (paralisia completa) com
ptose parcial em olho direito e sem alteragdo do
segmento anterior ou fundo ocular. Apds consul-
ta aos servicos de clinica médica e neurologia, foi
realizada neuroimagem, que foi normal. Optou-se
pela adi¢do de aciclovir, corticoide sistémico ao es-
quema terapéutico e apds certo tempo observou-se
a recuperacdo da motilidade ocular e a resolucgéo
da ptose.

Conclusao: O herpes zoster oftalmico se manifesta
de forma extremamente variada, o que destaca a
importancia de se considerar associagdes neuro-
-oftalmoldgicas, como a descrita neste trabalho, de
paralisia oculomotora multipla.

Palavras-chave: virus herpes zoster, herpes zdster
oftalmico, paralisia ocular, paralisia ocular multi-
pla, neuro-oftalmologia, ceratite, ptose; diplopia

Introduccion

El herpes zoster oftalmico (HZO) incluye un
amplio espectro de manifestaciones clinicas como
dermatitis periocular, conjuntivitis, queratitis,
uveitis, retinitis y hasta parélisis de los nervios
craneales'?. Es frecuente que esta ultima invo-
lucre a un unico par craneal, pero en ocasiones
puede afectar a multiples’. Otras manifestaciones
oftalmologicas son proptosis, ptosis, midriasis
y neuropatia dptica en un contexto de un sin-
drome del dpex orbitario®*. Esta descrito que
casi la mitad de los pacientes con esta afectacion
tienen algun tipo de alteracién inmunoldgica ya
sea por recibir corticoterapia, quimioterapia o
por padecer alguna enfermedad inmunosupre-
sora hematoldgica, neoplasias o enfermedades del
tejido conectivo’.

En el caso de pacientes con HZO con manifes-
taciones neuroldgicas hay que descartar la con-
comitancia de otras enfermedades, por lo cual
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de manera inicial es relevante realizar estudios
de neuroimdgenes que seran de utilidad para
establecer un diagnoéstico y definir la conducta
terapéutica adecuada. Una vez establecido el
diagndstico de HZO con afectacion neuroof-
talmoldgica debera iniciarse inmediatamente el
tratamiento con terapia antiviral, con el agre-
gado de corticoides orales, segtin el caso*>. A su
vez, a veces pueden existir presentaciones clini-
cas atipicas como en el caso que se presentard a
continuacion: una paralisis oculomotora mul-
tiple asociada al virus del herpes zoster (VHZ).

Caso clinico

Paciente masculino de 71 afios de edad, dia-
bético no insulino-dependiente que refirid estar
bien controlado, consulté a la guardia por dolor
en ojo derecho y por una erupcion vesicular en
hemicara derecha de 48 horas de evolucién. Al
examen fisico se constataron multiples vesiculas
y costras que no cruzaban la linea media a nivel
de la region frontal, palpebral, infraorbitaria y
en pliegue nasolabial derecho. La agudeza visual
era de 20/20 en cada ojo. A la biomicroscopia
presentaba queratitis disciforme en ojo derecho
sin reaccion en camara anterior. El fondo de ojos
era normal. En base a la presuncidn clinica de
herpes zoster se indicé aciclovir oral 800 mg 5
veces por dia y acetato de prednisolona topico
1%, junto con ganciclovir 0,15% gel. El paciente
no concurrio al control y consulté nuevamente
al mes por ptosis en ojo derecho y diplopia bino-
cular. A la inspeccidn, se observo limitacion
completa en todos los movimientos oculares y
se objetivo ptosis parcial en ojo derecho (fig. 1).
Sus pupilas eran isocdricas y reactivas. Mantenia
una agudeza visual de 20/20 en ambos ojos y
tenia la visién de colores conservada, evaluada
mediante test de Ishihara. El segmento anterior,
la presion ocular y el fondo de ojos no tenian
alteraciones.

Se realizd la interconsulta con los servicios
de clinica médica y con neurologia. Se constatd
el control de su diabetes e inmediatamente se
realizd una resonancia de cerebro y drbita con
contraste, ademas de una angiorresonancia de

cerebro. Los resultados de los estudios no eviden-
ciaron ninguna alteracion. Teniendo en cuenta los
resultados de las neuroimagenes y que la agudeza
visual estaba conservada, se descartaron patolo-
gias como el sindrome del apex orbitario, proce-
sos meningeos y lesiones infiltrativas de la base de
craneo. Por lo tanto, en contexto de un paciente
diabético sin otra causa aparente, se interpretd el
cuadro como paralisis ocular multiple asociada a
herpes zoster y se instaur6 tratamiento con aci-
clovir 800 mg 5 veces por dia y dexametasona 0.5
mg por via intramuscular en tres dosis separadas
entre si por dos semanas. El paciente recuperé
la motilidad ocular ad integrum alos 4 meses de
iniciado el régimen terapéutico (fig. 2).

Discusion

Se ofrece un caso de HZO que, si bien tuvo
una presentacion inicial usual, desarrollé poste-
riormente una complicaciéon neurooftalmoldgica
infrecuente, que se manifesté como una paralisis
ocular multiple con ptosis moderada y limitacion
total de los movimientos oculares del ojo dere-
cho. Hay algunos aspectos que llaman la atencién
del caso presentado que motivo la confeccion del
presente trabajo.

El herpes zoster oftalmico se debe a la afecta-
cién de la rama oftalmica del trigémino luego de
la reactivacion de la forma latente del virus de la
varicela zoster, el cual se encuentra alojado en el
ganglio sensitivo del V par craneal®”’. Se carac-
teriza por una erupcion cutanea que evoluciona
de papulas a vesiculas y costras en un periodo
de 2-3 semanas, y la afectacion ocular puede
comprometer cualquier estructura del ojo*. De
las complicaciones neurolégicas la mas comin
es la neuralgia pos herpética, pero también se
describieron las paralisis de nervios craneales,
meningoencefalitis o mielitis’.

La asociacion entre el virus herpes zoter y
la manifestacion clinica expresada mediante la
paralisis ocular multiple es una entidad infre-
cuente, siendo el III par el que estd mas comun-
mente afectado®. El compromiso de tres pares cra-
neales oculomotores es extremadamente raro®”.
Como se menciono, el par craneal mas afectado
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Figura 1. Herpes zoster oftalmico involucrando los pares craneales 111, IV y VI. Se observa la limitacion a la abduccién, aduccién, infraduccion y

supraduccion de ojo derecho. Se aclara que en esta imagen las pupilas presentan midriasis farmacoldgica.

Figura 2. Cuatro meses luego del diagndstico se observa recuperacion de los movimientos de los misculos extraoculares en el ojo derecho.

es la rama oftalmica del trigémino seguido por el
nervio facial que se manifiesta con la presencia
de vesiculas auriculares orales y en la zona del
conducto auditivo externo, ademas de la paralisis
motora; cuadro clinico conocido como sindrome
de Ramsay Hunt".

En un estudio retrospectivo llevado a cabo por
Tsau y colaboradores de 330 pacientes con diag-

nostico clinico de herpes zoster y afectacion de
pares craneales, un 57,9% del total presentaba
compromiso del nervio trigémino y tan sélo en el
0,3% de los casos se constaté paralisis oculomo-
tora multiple que involucrara el tercero, el cuarto
y el sexto par craneal®. En contraste, en el estudio
retrospectivo realizado por Jure Pupi¢-Bakrac el
par craneal mas afectado fue el VII y en ninguno
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de los casos se encontré compromiso de nervios
oculomotores; no obstante, es importante tener
en cuenta que tan sdlo 11 pacientes se evaluaron
en ese analisis®.

Existen distintas teorias para explicar el meca-
nismo por el cual el HZO podria causar oftal-
moplejia, que incluyen desde un dafio citopatico
directo hasta una respuesta inmunoldgica reac-
tiva frente a la presencia del virus®. La reactiva-
cién del VHZ latente en los ganglios sensitivos
craneales (geniculado o trigeminal) podria causar
inflamacion de los axones que suplen los der-
matomas en cuestion’®. Edgerton sugiere que la
inflamacién del nervio trigémino podria dise-
minarse a través del seno cavernoso y asi afectar
otros nervios oculomotores''. Ademds, Naumann
y colaboradores realizaron un analisis histopato-
légico de 21 ojos enucleados y hallaron células
inflamatorias crénicas perineurales y perivascula-
res, lo cual sugeriria dafio neuronal directo, pero
también una vasculitis oclusiva que podria causar
isquemia de los nervios'. Lavin et al. por su parte
y en base a reportes de autopsias, consideraron
que existe evidencia de que es una patologia de
origen desmielinizante’.

Independientemente del mecanismo, son fac-
tores predisponentes para manifestar la enfer-
medad, la edad avanzada y los estados de inmu-
nosupresion generados ya sea por el uso de
corticoides, quimioterapia o comorbilidades tales
como diabetes o enfermedades neoplasicas’. En la
literatura existe un caso descrito por Antonescu et
al. en el cual se reportd una paralisis de multiples
pares craneales asociada a VHZ en un paciente
de 54 afios con SARS-COV2™.

Sobre el tratamiento, Tsau y colaboradores
hallaron que la asociacién de aciclovir mas cor-
ticoides sistémicos se conjuga con una mejor y
mas corta recuperacion en los casos de paralisis
facial por herpes zoster®. No hay literatura con-
cluyente con respecto del tratamiento en casos de
neuropatia oculomotora. Si bien fue propuesta
por multiples autores, existen controversias sobre
la relacion riesgo-beneficio de tal estrategia tera-
péutica, dado que los corticoides tienen un efecto
tanto antiinflamatorio como inmunosupresor’.

Teniendo en cuenta que la mayoria de los
pacientes con HZO presenta variables grados
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de compromiso de su sistema inmune, su uso
deberia quedar supeditado a cada caso en par-
ticular, de acuerdo con la edad, el estado clinico
general y las comorbilidades de cada paciente.
En el presente caso, a pesar de ser diabético, el
paciente reunia los criterios clinicos adecuados
para recibir tratamiento con corticosteroides, los
que fueron administrados por via intramuscular
en conjunto con el aciclovir.

En cuanto al prondstico, en una revision de
casos llevada a cabo por Sanjay et al. se observd
que de 17 pacientes con oftalmoplejia unilateral el
76,5% presento resolucion completa o casi com-
pleta con un intervalo de tiempo que fue entre
2 semanas y un aflo y medio, con un promedio
de 4,4 meses®.

Se destaca del caso clinico presentado que el
paciente conservo su agudeza visual, su vision
de colores y en el fondo de ojos no se hallaron
particularidades, asi como tampoco se encon-
traron alteraciones en los estudios de neuroi-
magenes. Si el paciente hubiese tenido signos de
una paralisis oculomotora aislada, es decir, de
un unico par craneal, podria haberse planteado
el diagnoéstico diferencial de la microangiopatia
diabética. Pero al ser una paralisis oculomotora
multiple, el diagndstico presuntivo fue de sin-
drome de seno cavernoso y la buena respuesta
frente al tratamiento antiviral nos aproximé a la
asociacion de la sintomatologia con su patolo-
gia de base que era el HZO. Asimismo, aunque
no tenemos forma de descartar que la expresion
neurooftalmoldgica haya sido exclusivamente en
relacion con la diabetes, los procesos fisiopatold-
gicos en contexto del HZO serian similares y las
evidencias clinicas del caso, ademas de los ante-
cedentes cientificos publicados ya mencionados,
nos inclinan a sustentar nuestro diagndstico de
paralisis ocular multiple en asociacién con HZO.

Conclusion

El caso presentado resalta la importancia de
que los oftalmoélogos siempre tengan presente
la potencial asociacion entre el virus del herpes
zoster y sus diferentes formas de afectacién neu-
rolégica como la paralisis oculomotora multiple
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descrita en este trabajo. Es por este motivo que al
llevar a cabo el control y seguimiento de pacien-
tes con HZO es relevante evaluar la motilidad
ocular y los reflejos pupilares ademas del resto
de la exploracién ocular, ya que podria ser de
utilidad para establecer un diagndstico precozy
un tratamiento oportuno.
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Resumen

Objetivo: Se presenta un caso de catarata traumatica
resaltando la relevancia de considerar qué elementos
deben disponerse para la obtencion de una resolucion
quirurgica exitosa.

Caso clinico: Se presentd a la consulta una paciente
de 50 afios de edad que sufri6 un trauma ocular con
un objeto romo en el ojo derecho y que desencadend
una pérdida visual progresiva. Al examen oftalmo-
logico se constatd: opacidad a nivel de cristalino y
subluxacién con presencia de vitreo en camara an-
terior. Se dilatd el ojo derecho y en el fondo de ojo
indirecto no se evidenciaron lesiones producto del
traumatismo. Fue diagnosticada una catarata trau-
matica con subluxacion de cristalino. Se procedié a
realizar su extraccion mediante facoaspiracion. Se
utilizé un anillo de Cionni (2L Morcher) para poder
realizar distension capsular y ganchos retractores de
iris en la cdpsula anterior para estabilizar y centralizar
la catarata, ofreciéndole asi buena estabilidad al saco
capsular. Finalmente se implantd una lente intraocu-
lar plegable.

Conclusiones: La resolucion de una catarata trauma-
tica siempre representa un desafio quirtrgico para el
que se debe prever la necesidad de recursos especiales
en el quiréfano como en el caso presentado.
Palabras clave: catarata traumatica, subluxacion del
cristalino, cirugia de catarata, facoemulsificacion,
trauma ocular.

Just a traumatic cataract?
Abstract

Objective: To present a case of traumatic cataract
with special emphasis on the importance of consid-
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ering which elements should be made available for its
successful surgical resolution.

Clinical case: Fifty-year-old female patient present-
ing with ocular trauma in the right eye caused by a
blunt object that resulted in progressive visual loss.
Ophthalmic examination revealed: opacity and sub-
luxation of the crystalline lens with presence of vit-
reous in the anterior chamber. The right eye’s pupil
was dilated and indirect funduscopy did not evidence
any lesion as a consequence of trauma. She was diag-
nosed with traumatic cataract with lens subluxation,
and cataract extraction was performed using a pha-
coaspiration technique. A Cionni (2L Morcher) cap-
sular tension ring was used in order to perform the
capsular distension, as well as iris retractor hooks for
cataract stabilization and centration, thereby achiev-
ing good stability of the capsular sac. The last step
involved implantation of a foldable intraocular lens.
Conclusions: Since resolution of traumatic cataract
is always a surgical challenge, the need of special re-
sources at the OR should be anticipated to address
this issue, as was the case here.

Key words: traumatic cataract, lens subluxation, cat-
aract surgery, phacoemulsification, ocular trauma.

Apenas uma catarata traumatica?
Resumo

Objetivo: Apresenta-se um caso de catarata trau-
matica, destacando a relevancia de considerar quais
elementos devem estar disponiveis para obter uma
resolugao cirtrgica bem-sucedida.

Caso clinico: Paciente de 50 anos apresentou-se a
consulta que sofreu trauma ocular com objeto con-
tundente no olho direito que desencadeou perda
visual progressiva. O exame oftalmoldgico revelou:
opacidade ao nivel do cristalino e subluxagdo com
presenca de vitreo na camara anterior. O olho direi-
to foi dilatado e o fundo de olho indireto ndo reve-
lou lesdes decorrentes do trauma. Foi diagnosticada
catarata traumatica com subluxacio do cristalino. A
extracdo foi realizada por facoaspiragdo. Foi utiliza-
do um anel de Cionni (2L Morcher) para realizar a
distensao capsular e ganchos retratores da iris na cap-
sula anterior para estabilizar e centralizar a catarata,
oferecendo assim uma boa estabilidade ao saco cap-
sular. Finalmente, uma lente intraocular dobravel foi
implantada.
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Conclusdes: A resolucio de uma catarata traumatica
representa sempre um desafio cirtirgico para o qual
se deve antecipar a necessidade de recursos especiais
no centro cirtirgico, como no caso apresentado.
Palavras-chave: catarata traumatica, subluxa¢do do
cristalino, cirurgia de catarata, facoemulsificagdo,
trauma ocular.

Introduccion

El trauma constituye una de las causas de la
etiopatogénesis de la catarata, en la cual se pro-
duce un dafio fisico de forma directa o indirecta
sobre el cristalino que determinara su posterior
alteracion estructural con la consecuente pér-
dida de transparencia'. Si bien es cierto que hay
profesiones o actividades con mayor riesgo de
accidentes, en realidad cualquier persona puede
estar expuesta a sufrir un trauma ocular con-
tuso. En relacién a como haya sido este trauma
y ala extension que haya tenido sobre diferentes
estructuras oculares, existiran diferentes formas
de abordaje terapéutico*”. Pero si el cristalino se
ha afectado sera necesaria su remocion quirur-
gica, lo cual representa un desafio quirtrgico y
dista potencialmente de ser una cirugia tradicio-
nal de cataratas ya que el antecedente del trauma
en si mismo se transforma en un principal factor
de riesgo de complicaciones’.

Consecuentemente, los antecedentes del tipo
de trauma vy las caracteristicas propias de cada
paciente que tenga una catarata traumatica debe-
ran considerarse para programar la cirugia y dis-
poner de los elementos quirtrgicos necesarios
para afrontar potenciales complicaciones. Por lo
anteriormente expresado, el objetivo del presente
trabajo es presentar un caso de catarata trauma-
tica resaltando la importancia de los insumos
necesarios a la hora de resolucion quirargica.

Caso clinico

Paciente femenino de 50 afos de edad que
acudid refiriendo haber sufrido un accidente
casero, donde padecié un trauma contuso con
un objeto romo en ojo derecho (OD), con un
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Figura 1. Ojo derecho con la catarata y la subluxacion del sector temporal.

tiempo de evolucion de cuatro meses aproxima-
damente. Afirmé que después comenz6 a notar
la pérdida visual de forma progresiva. Por lo
anterior, solicité un control ya que se encon-
traba con vision borrosa por este ojo. El paciente
refirié que presentaba buena visién con el OD
antes de haber recibido el trauma.

Se le realizé examen del segmento anterior
mediante biomicroscopia con lampara de hendi-
dura constatandose ojo izquierdo (OI) sin alte-
raciones. En OD presentaba segmento anterior
con cornea transparente sin edemas, presencia
de células inflamatorias en cimara anterior (3x),
opacidad del ntcleo cristaliniano, con sublu-
xacion del cristalino (fig. 1). También habia
presencia de vitreo en camara anterior (hongo
vitreo) y la pupila se encontraba de forma regu-
lar con buena respuesta a los reflejos luminosos.
La agudeza visual (AV) preoperatoria en OD era
de 1/10 que no mejoraba con correccidn ni con

estenopeico; y en OI de 8/10, que mejoraba a
10/10 con correccion. Se realizaron evaluaciones
complementarias como una neumotonometria
en AO (16 mmHg), paquimetrias (606 micras
en OD y 582 micras en OI), gonioscopia (no
se constato receso angular ni sinequias a nivel
del angulo iridocorneal), ecografia ocular (no
se observaron opacidades vitreas, retina apli-
cada, ni engrosamiento coroideo) y una ultra-
biomicroscopia (UBM, donde se constatd cap-
sula anterior indemne, ruptura de zénula en
cuadrantes temporal e inferior, herniacion de
vitreo a camara anterior, cuadrante temporal
con angulo ocluido por anteriorizacion del
iris y estrecho ocluible en cuadrante inferior,
subluxacién del cristalino. También se dilat¢ al
paciente para concluir el examen del segmento
anterior y valorar polo posterior. En el fondo de
ojo indirecto se percibié un polo posterior sin
injurias producto al trauma.
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Figura 2. Compendio de fotos que representan los distintos pasos del proceso quirtrgico desde su inicio hasta su fin.

Luego de haber explicado al paciente todo lo
concerniente a su patologia y a las ventajas y ries-
gos a los que se someteria con la cirugia se pro-
cedié a la planificacién y posterior realizacién
de ésta. La técnica que se decidié ejecutar fue
una facoaspiracion via corneal con la inyeccion
de un intraocular plegable (Acrysof MA60AC).
Para esto fue necesario prever que se deberia
colocar un anillo de tensién (anillo de Cionni
tipo 2L Morcher) endocapsular suturado a esclera
en sector temporal con polipropilene 10.0 para
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lograr una buena estabilidad del saco capsular,
un correcto centrado de la lente y evitar asi futu-
ras complicaciones postoperatorias. También se
tuvo la cautela de prever que seria necesaria la
colocacion de ganchos retractores de iris (gan-
chos de Grieshaber) en la capsula anterior para
estabilizar y centralizar la catarata. Todo lo pro-
gramado pudo realizarse sin complicaciones (fig.
2):lalente quedd centrada en la posicion progra-
mada suturdndola a esclera mediante el gancho
que tiene el anillo de Cionni modificado (fig. 3) y
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Figura 3. Aspecto postoperatorio bajo dilatacién pupilar a los 3 meses de la cirugia. También se observa la fijacion a esclera mediante el gancho del

anillo de Cionni modificado (tipo 2L Morcher).

la paciente tuvo una buena evolucién postopera-
toria. A los 3 meses de la cirugia su AV en el ojo
operado fue de 3/10 sin correccién que mejora
a 6/10 con correccion.

Discusion

Cualquier hecho que destruya la integridad de
la capsula del cristalino (heridas penetrantes o
golpes contundentes, asi como cuerpos extrafos
intraoculares) puede hacer que se desarrolle una
catarata traumatica’. En este caso, el hecho acon-
tecié varios meses antes de que la persona notara
el cambio visual y por ende asistiera al control
oftalmolégico en el cual se constaté el dafio al
cristalino. A su vez, un traumatismo contuso

puede producir diferentes alteraciones a nivel
del cristalino, desde la subluxacién o luxacién
del cristalino hasta el desarrollo de cataratas'>.
Todo estd en dependencia de las caracteristicas
del objeto que ejercio su efecto mecanico sobre
la capsula o fibras del cristalino, asi como la seve-
ridad de lalesion®. El trauma cerrado puede pro-
vocar dislocacion u opacificacion en el cristalino
por la onda expansiva contusa transmitida a tra-
vés de los fluidos oculares®. El dafo en la zénula
ocurre cuando se expande la zona ecuatorial, lo
cual puede hacer que la lente se disloque (sublu-
xacion) o que se llegue a desplazar por completo
(luxacion)'*>. Una subluxacion se debe observar
bajo dilatacion pupilar para hacer visible el ecua-
dor del cristalino, ya que pequefas subluxaciones
pueden ser sutiles y dificiles de ver'. En el caso
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presentado, la paciente tenia una catarata trau-
matica con subluxacién del cristalino, con una
desinsercion zonular en sector temporal.

El sindrome de subluxacion del cristalino
adquirido presenta diversos signos biomicros-
cdpicos, pero por su importancia se deben buscar
los patognomonicos (facodonesis e iridodonesis)
que pueden ser sutiles o manifiestos®. Si el cris-
talino se encuentra subluxado en algtn sentido
es muy importante tratar de advertir la presencia
de vitreo en cdmara anterior; a veces solo se logra
dirigiendo la mirada hacia el lugar sospechoso y
buscando el aumento de la separacion del iris y el
cristalino**. Un signo intraquirdrgico indirecto
de debilidad zonular se manifiesta cuando al rea-
lizar el desgarro inicial de la capsulorrexis se for-
man pliegues de la capsula al intentar desgarrarla,
dada la falta de tension de ésta por una zénula
complaciente’. Ramos Pereira y colaboradores, al
estudiar mediante biomicroscopia ultrasdnica el
lugar de ruptura de las fibras zonulares, encontré
que la localizacién mas frecuente fue por la zona
temporal’. Plantea que ante una ruptura zonular
pequena (menos de 90 grados) con saco intacto,
se procede a realizar la extraccién del cristalino
y luego puede colocarse la lente con las hapticas
ubicadas de forma paralela al eje de la dialisis;
pero si es algo mayor, un anillo de tensién capsu-
lar serd lo mejor. Los nuevos medios de imagenes
estan siendo de gran ayuda para la evaluacion de
estos pacientes® y la mayoria de los autores coinci-
den en que generalmente se obtiene una mejoria
significativa de la agudeza visual después de la
cirugia de catarata en el paciente donde el trauma
fue de tipo contuso®’~. Esta mejoria es indepen-
diente del momento en que se realice la cirugia en
adultos, sea inmediatamente tras haber sufrido el
trauma o meses o incluso anos después®'’. Pero
esto sera diferente en casos pediatricos, donde
a causa del potencial efecto ambliopizante que
podria ocasionar la catarata, realza la necesidad
de optar por realizar una cirugia lo antes posible.

Tal como se ha dicho en la introduccién de este
trabajo, el equipo quirurgico que afronta la reso-
lucién de una catarata traumatica deberd estar
preparado para desarrollar un procedimiento
que necesitard contar previamente con insumos
especificos. Uno de ellos es el anillo de tension
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capsular de Cionni tipo 2L, que sera fundamen-
tal para poder lograr una estabilizacion de una
anatomia dafiada y de esta forma poder colocar
una lente intraocular'*". En el caso presentado,
también se utilizaron retractores de iris flexibles,
lo que es algo frecuente en este tipo de cirugias'.
Estos materiales extra que deben contemplarse a
la hora de afrontar la realizacién de una cirugia
de catarata traumatica, por un lado representan
un costo adicional que se debera explicar pre-
viamente al paciente; pero también se transfor-
man en mas pasos quirdrgicos a desarrollar por
un cirujano de segmento anterior que debe estar
entrenado para hacerlo. Sin dudas, sera siempre
importante considerar que podria ser necesario
disponer de equipo para realizar una vitrecto-
mia anterior y/o realizar la debida interconsulta
al servicio de retina quirurgico.

En conclusién, todo caso de cataratas en con-
texto de antecedente traumatico representa un
desatio quirdrgico y dista ser una cirugia de cata-
ratas tradicional, donde es muy importante rea-
lizar una completa evaluacién preoperatoria que
permita programar una adecuada técnica qui-
rurgica. A su vez, se debera contar de antemano
con los elementos necesarios para este tipo de
cirugias, que deberan afrontarse por cirujanos
con vasta experiencia por su caracter complejo e
imprevisible. Todo lo anterior se debera explicar
al paciente antes de la concrecién de la cirugia
para poder obtener una buena resolucién como
se ha presentado en este caso.
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CASO CLINICO
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Objetivo: Presentar el caso clinico de una paciente

Autor corresponsal con sindrome del endotelio irido-corneal (ICE).
Dr. Guillermo R. Vera-Duarte Caso clinico: Paciente de sexo femenino de 42 afios
Coronel Cazal, San Lorenzo con antecedente de disminucion de la agudeza visual
Paraguay (AV) en ojo izquierdo (OI). Tenia AV mejor corregida
595(21) 585730 en ojo derecho (OD) 10/10 y en OI, 8/10. Presion in-
guillermoveraduarte@gmail.com traocular (PIO) en OD: 17 mmHg, OI 35 mmHg con
terapia hipotensora maxima. En la gonioscopia se ob-
Oftalmol Clin Exp (ISSN 2718-7446) servo la presencia de sinequias anteriores periféricas
2022; 15(1): €79-e84. altas y de base ancha insertadas a nivel de malla tra-

becular ylinea de Schwalbe con cierre angular secun-
dario. En tomografia de coherencia dptica se constatd
la pérdida de la capa de fibras nerviosas peripapilares
en OI, sin alteraciones en OD. La campimetria com-
putarizada mostrd defectos arqueados en OL En la
microscopia especular se observo disminucion en el
recuento de células endoteliales con polimegatismo y
pleomorfismo asociado, asi como aumento del espe-
sor corneal. Por lo anterior se establecid el diagndsti-
co de ICE y se realizd cirugfa de implante valvular con
dispositivo valvulado de Ahmed en OI. Al afio, la PIO
se mantiene en 12 mmHg con cérnea trasparente.
Conclusion: El sindrome ICE presenta una prolife-
racion endotelial corneal que migra hacia el angulo
iridocorneal y sobre el iris con diferentes grados de
edema corneal, alteraciones iridianas y cierre angular
progresivo con el consiguiente desarrollo de glauco-
ma. Ante la sospecha de un ICE es importante realizar
un examen completo del segmento anterior buscando
signos en el iris como en la cérnea para realizar un
correcto diagnostico y su oportuno tratamiento.
Palabras clave: sindrome iridocdrneo-endotelial,
proliferacion endotelial secundaria, glaucoma.
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Iridocorneal endothelial syndrome: a
clinical case report

Abstract

Objective: To present the case of a patient with irido-
corneal endothelial (ICE) syndrome.

Clinical case: Forty-two-year-old female patient with
a history of visual acuity (VA) loss in the left eye (LE)
whose best spectacle-corrected VA was 10/10 in the
right eye (RE) and 8/10 in the LE. Her intraocular
pressure (IOP) was 17 mmHg in the RE and 35 mmHg
in the LE with maximum IOP-lowering therapy. Go-
nioscopy revealed the presence of high, broad-based
peripheral anterior synechiae inserted at the level of
the trabecular meshwork and Schwalbe’s line, with
secondary angle closure. Optical coherence tomog-
raphy evidenced that there was peripapillary nerve
fiber layer loss in the LE, though the RE had no alter-
ations. The presence of arcuate visual field defects in
the LE was found by computerized perimetry. With
specular microscopy, a decrease in endothelial cell
count, with associated polymegethism and pleomor-
phism, as well as increased corneal thickness, was ob-
served. Diagnosis of ICE syndrome was made based
on all these findings, and a surgical procedure was
performed on the LE using the Ahmed valve implan-
tation technique. One year after the procedure, the
IOP remains in 12 mmHg with a transparent cornea.
Conclusion: In ICE syndrome there is corneal endo-
thelial proliferation that migrates to the iridocorneal
angle, and on the iris, with different levels of corneal
edema, iris alterations and progressive angle closure,
thus leading to the development of glaucoma. When
ICE syndrome is suspected, it is important to exam-
ine the whole anterior segment thoroughly looking
for any signs on the iris as well as on the cornea in
order to make accurate diagnosis and to administer
timely treatment.

Key words: iridocorneal endothelial syndrome, sec-
ondary endothelial proliferation, glaucoma.

Sindrome endotelial iridocorneana: um
relato de caso clinico

Resumo

Objetivo: Apresentar o caso clinico de um paciente
com sindrome endotelial iridocorneana (ICE).

* ISSN 2718-7446 * Volumen 15 « Ndmero 1« Marzo 2022

Caso clinico: Uma paciente de 42 anos de idade com
histdrico de diminui¢ao da acuidade visual (VA) no
olho esquerdo (OE). Ela teve melhor correcao de VA
no olho direito (OD) 10/10 e no OE, 8/10. Pressdo in-
tra-ocular (PIO) em OD: 17 mmHg, OI 35 mmHg com
terapia hipotensiva maxima. A gonioscopia mostrou
a presenca de sinéquias anteriores periféricas altas e
amplas inseridas no nivel da malha trabecular e da
linha de Schwalbe com fechamento angular secunda-
rio. A tomografia de coeréncia dptica mostrou perda
da camada de fibra nervosa peripapilar no OE, sem
alteragdes no OD. A campimetria computadorizada
mostrou defeitos arqueados no OE. A microscopia es-
pecular mostrou uma diminuigao da contagem de cé-
lulas endoteliais com polimorfismo e pleomorfismo
associado, bem como um aumento da espessura da
cérnea. Portanto, o diagndstico da ICE foi estabeleci-
do e a cirurgia de implantagao de valvula foi realizada
com um dispositivo valvular Ahmed no OI. Em um
ano, a PIO permaneceu em 12 mmHg com uma cor-
nea transparente.

Conclusio: A sindrome ICE apresenta uma prolife-
racao endotelial corneana que migra para o angu-
lo iridocorneano e sobre a iris com diferentes graus
de edema corneano, alteragoes da iris e fechamento
angular progressivo com o conseqiiente desenvol-
vimento de glaucoma. Se houver suspeita do ICE, ¢
importante realizar um exame completo do segmen-
to anterior procurando sinais na iris e na cdrnea, a
fim de fazer um diagndstico correto e um tratamento
oportuno.

Palavras-chave: sindrome endotelial iridocorneana,
ICE, proliferagao endotelial secundaria, glaucoma.

Introduccion

El sindrome del endotelio iridocorneal (ICE,
segun sus siglas en inglés) constituye un grupo
de afecciones oculares que tienen en comun la
proliferacion anormal de células endoteliales cor-
neales que migran hacia el dngulo iridocorneal
y sobre el iris'. Se considera una enfermedad no
hereditaria, frecuentemente unilateral y progre-
siva'?. El sindrome de ICE se asocia con frecuen-
cia a glaucoma, ya sea por obstruccion del angulo
de las células en proliferacion o por contraccion
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de su membrana basal sobre el iris, que tira del
iris periféricamente y tienden a formar sinequias
anteriores periféricas (PAS). La proliferacion de
estas células también predispone al edema y des-
compensacion corneal®*.

El ICE se clasifica en el sindrome del nevo del
iris (Cogan-Reese), el sindrome de Chandler (CS)
y la atrofia esencial progresiva del iris (API)'? la
evidencia patoldgica y clinica sugiere que todas
estas variedades representan una continua mani-
festacion clinica debido al proceso patologico que
implica la proliferaciéon anormal de las células
endoteliales corneales*.

Este sindrome es poco frecuente, sin embargo
es importante su conocimiento debido a que se
encuentra relacionado con glaucoma de dificil
manejo debido principalmente a las sinequias
anteriores periféricas y/o por el recubrimiento
de la malla trabecular de la membrana celular,
caracteristico de esta afeccion®. Presenta predi-
leccién por el sexo femenino y no existe una aso-
ciacion clara con alguna enfermedad sistémica'~.

La clinica frecuente de estos pacientes suele
ser la de disminucién de la agudeza visual (AV)
y puede ir acompaiiada de dolor®. La disminu-
cién de la AV empeora por las mafnanas debido
ala menor oxigenacién corneal durante el cierre
palpebral nocturno que va mejorando durante el
transcurso del dia®. Un diagnostico temprano es
util para su mejor manejo porque su progresion
constituye un desafio tanto clinico como qui-
rurgico. Por lo tanto, se presenta un caso de un
paciente con ICE que pasd por consultas previas
en otros servicios sin haber tenido un correcto
diagndstico temprano.

Caso clinico

Paciente de sexo femenino de 42 afios con ante-
cedente de disminucion de la agudeza visual (AV)
en OI, siendo su AV mejor corregida en ojo dere-
cho (OD) de 10/10 y en ojo izquierdo (OI) de
8/10, con una presion intraocular (PIO) en OD:
17 mmHg y en OI: 35 mmHg, con tratamiento
hipotensor ocular maximo. Presentaba al exa-
men del segmento anterior cornea transparente
con imagen de cobre martillado en el endotelio

e81

corneal, con pupila corectodpica, atrofia del iris
difusa y ectropion uveal (fig. 1); en la goniosco-
pia mostro sinequias anteriores periféricas altasy
de base ancha que se insertaban a nivel de malla
trabecular y linea de Schwalbe con cierre angular
secundario (fig. 2).

Al examen del nervio éptico del OD se observd
relacion copa/disco fisiologica y en OI, impor-
tante atrofia del anillo neurorretinal con aumento
de la excavacion papilar. Se le realizé tomografia
de coherencia dptica y campimetria computari-
zada donde se constato respectivamente pérdida
de la capa de fibras nerviosas peripapilares en OI,
sin alteraciones en OD y defectos campimétricos
arqueados en OI. En la microscopia especular se
observo disminucion en el recuento de células
endoteliales con polimegatismo y pleomorfismo
asociado, asi como aumento del espesor corneal
(fig. 3). Por los datos anteriores se arrib6 al diag-
ndstico de ICE. Y, ante los elevados valores de
PIO, se propuso y se sometio a la paciente a una
cirugia de implante valvular con dispositivo de
drenaje de Ahmed (fig. 4). A los seis meses del
procedimiento quirdrgico mantuvo la PIO en 12
mmHg sin medicacién tépica hipotensora aso-
ciada, con cdrnea transparente sin progresion
estructural ni funcional.

Discusion

El sindrome de ICE es una patologia poco fre-
cuente en la cual existe una proliferacion endo-
telial corneal que migra hacia el angulo irido-
corneal y sobre el iris con diferentes grados de
edema corneal, alteraciones iridianas y cierre
angular progresivo con el consiguiente desarro-
llo de glaucoma'*.

Aunque aun no esta bien fundamentada la
patogenia, la mds aceptada es la relacionada a
una infeccion viral®. El hecho de que suele ser
unilateral puede explicarse por el desarrollo de
anticuerpos, los cuales evitarian el dafio al ojo
contralateral en la gran mayoria de los casos. Se
ha informado que el ADN viral del herpes simple
se ha recuperado de la cérnea de pacientes ICE,
pero su papel patolégico es atin especulativo’. En
este caso, la paciente negaba todo tipo de antece-
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Figura 1. Segmento anterior del Ol con cérnea transparente, imagen de cobre martillado en el endotelio, pupila corectopica, atrofia del iris difusa y
ectropién uveal.

Figura 2. Gonisocopfa en OI con presencia de sinequias anteriores periféricas altas y de base ancha que se insertan a nivel de malla trabecular y
linea de Schwalbe con cierre angular secundario.
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dentes de infecciones virales a nivel ocular y no
se realizaron pruebas para evaluar esta etiologia
como podria ser la PCR de humor acuoso.

En su expresion clinica presenta tres variantes:
el sindrome de Chandler (CS, por sus siglas en
inglés), atrofia iridiana progresiva (PIA, por sus
siglas en inglés) y el sindrome de Cogan-Reese
(CRS, por sus siglas en inglés)*®. La variante
CS ha sido descrita como la mas frecuente en
blancos y en asiaticos; CRS se informé como la
forma mas comun y es fuertemente asociado con
el glaucoma®.

La prevalencia de glaucoma en estos pacientes
ronda entre el 46% y el 82%°. La gravedad del
glaucoma se constata mds avanzada en CRS y
PIA en comparacion con CS, el cual se atribuye
ala mayor prevalencia de proliferacion de células  Figura 3. Microscopia especular de O1. Se observa disminucién en el
ICE sobre el d4ngulo iridocorneal y la presencia de ~ recuento de células endoteliales con polimegatismo y pleomorfismo
PAS que se presentan en estas variantes’. asociado y aumento del espesor corneal.

El control de la PIO se considera un desafio
para pacientes con SRC o PIA que en aquellos

Figura 4. Implante de valvula de Ahmed en OL. Se observa tubo en cdmara anterior, ampolla formada, elevada y difusa.
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con SC, independientemente de la extension de
PAS. Una serie publicada por Wilson y Shields
describié mayor proporcion de la necesidad de
cirugia con dispositivos filtrantes en pacientes
con SRC (50%) o PIA (75%) en comparacion con
CS (40%)".

El diagnostico se realiza mediante los hallazgos
ala biomicroscopia, a la gonioscopia, a la micros-
copia especular, donde se hallan células caracteri-
zadas por pleomorfismo y pérdida de hexagonali-
dad, por lo que puede resultar imposible realizar
un correcto recuento de células endoteliales'.
También la microscopia confocal y la biomicros-
copia ultrasénica (BMU) son herramientas ttiles
en caso de edema corneal®.

En este caso fueron de gran utilidad los hallaz-
gos del Ol ala lampara de hendidura, observan-
dose una imagen como de cobre martillado en
el endotelio, pupila corectépica, atrofia del iris
difusa y ectropion uveal y en la gonioscopia se
visualizo la presencia de sinequias anteriores peri-
féricas. En la microscopia especular se constatd
disminucién del recuento de células endoteliales
con polimegatismo y pleomorfismo, aumento del
espesor corneal. Un glaucoma secundario avan-
zado por el cual se decidi6 realizar una colocacion
de valvula.

Existen 3 pilares para el tratamiento en el sin-
drome ICE que se consideran fundamentales:
el manejo de la descompensacion corneal que
muchas veces requiere trasplante endotelial, el
abordaje de la atrofia del iris con sus secuelas
cosméticas como visuales que podria tratarse con
lentes de contacto cosméticas, y el control del
glaucoma asociado. Por la presencia de las célu-
las endoteliales anormales que tapizan el dngulo
camerular asi como la existencia de las sinequias
anteriores periféricas altas, la colocacion de dis-
positivos de drenajes constituye la mejor opcioén
del tratamiento quirurgico debido a que las ciru-
gias filtrantes tipo trabeculectomia tienen una
alta probabilidad de fallo, secundario a la obs-
truccion del ostium de la misma’.

Conclusion

Finalmente y a modo de conclusién, ante la
sospecha de un ICE es importante realizar un exa-
men completo del segmento anterior, buscando
signos en el iris como en la cérnea para realizar
un correcto diagnodstico. En todos los pacientes
resulta elemental el seguimiento mediante explo-
raciones periddicas para poder actuar de forma
precoz ante el inicio de complicaciones.
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Resumen

Objetivo: Presentacion clinica de un caso avan-
zado de sindrome de IRVAN, patologia que posee
escaso material cientifico.

Caso clinico: Se presenta un paciente masculino
de 52 afios de edad que consulta por disminucién
de agudeza visual bilateral de 6 meses de evolu-
cion con empeoramiento progresivo. Como ante-
cedentes personales refiere hipertension arterial.
Al examen fisico se constatd agudeza visual mejor
corregida de 4/10 en ojo derecho y 2/10 en ojo iz-
quierdo. La biomicroscopia y la presion intraocu-
lar no arrojaron datos positivos y en el fondo de
ojos se evidenci¢ turbidez vitrea, papilas hiperé-
micas con bordes levemente difusos, hemorragias
superficiales a nivel del polo posterior y edema
macular confirmado por tomografia de coherencia
Optica. Se realizo retinofluoresceinografia (RFG)
que informo: cuadro compatible con obstruccion
bilateral de vena central de la retina. Se realizaron
estudios sistémicos del paciente incluyendo: labo-
ratorio general y hematoldgico, exdmenes neuro-
légicos y reumatoldgicos sin hallazgos positivos.
Ante esta situacion se solicité una RFG de campo
amplio en donde se evidencid isquemia retinal
severa en ambos ojos con remanente vascular pe-
ripapilar e hiperfiltracion vascular a nivel de la
cabeza del nervio dptico. Se llegé al diagnostico
de sindrome de IRVAN grado III. Por tal motivo
se decidid iniciar tratamiento con glucocorticoi-
des sistémicos, inmunomoduladores, azatioprina,
panfotocoagulacion laser de argon y bevacizumab
intravitreo. Se hizo un seguimiento cada 6 meses
con RFG para evaluar evolucion de la enfermedad.
Conclusion: Este caso demuestra el posible benefi-
cio de la terapia con inmunobioldgicos en pacien-
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tes con IRVAN refractarios al tratamiento conven-
cional.

Palabras clave: IRVAN, aneurismas, vasculitis re-
tinal, angiografia fluoresceinica, glucocorticoides,
adalimumab, firmacos inmunobioldgicos.

IRVAN syndrome: a propos of a case
Abstract

Objective: Presentation of a clinical case of ad-
vanced IRVAN syndrome, a disease about which
there is very scarce scientific literature available.
Clinical case: 52-year-old male patient presenting
with progressively worsening bilateral visual acuity
loss of 6 months of evolution who refers a person-
al history of high blood pressure. Physical exam-
ination revealed that his best spectacle-corrected
visual acuity was 4/10 in the right eye and 2/10 in
the left eye. Biomicroscopy and tonometry yielded
no positive data while funduscopy evidenced vitre-
ous haze, hyperemic discs with mildly diffuse mar-
gins, superficial hemorrhages at the level of the
posterior pole, and macular edema confirmed by
optical coherence tomography. According to fluo-
rescein angiography (FA) findings the picture was
consistent with bilateral central retinal vein occlu-
sion. The patient underwent systemic evaluations
including: general laboratory tests and neurolog-
ic and rheumatologic examinations, however, no
positive findings were made. For this reason, an ul-
tra-wide-field FA was ordered and this evidenced
severe retinal ischemia in both eyes with peripap-
illary vascular remnants and vascular hyperfiltra-
tion at the level of the optic nerve head, based on
which diagnosis of stage 3 IRVAN syndrome was
made. Therefore, therapy with systemic glucocor-
ticoids, immunomodulators, azathioprine, argon
laser panphotocoagulation and intravitreous beva-
cizumab was initiated. Follow-up visits at 6-month
intervals with FA were scheduled to evaluate evo-
lution of the disease.

Conclusion: This case demonstrates the possible
benefits derived from immunobiologic therapy in
patients with IRVAN syndrome refractory to con-
ventional treatment.

Key words: IRVAN, aneurysms, retinal vasculitis,
fluorescein angiography, glucocorticoids, adalim-
umab, immunobiologic agents.

IRVAN: sobre um caso
Resumo

Objetivo: Apresentacgdo clinica de um caso avangado
de sindrome IRVAN, patologia com pouco material
cientifico.

Caso clinico: E apresentado um paciente do sexo
masculino, 52 anos, que se consultou devido a evo-
lu¢ao de 6 meses de diminuicdo da acuidade visual
bilateral com piora progressiva. Como historia pesso-
al, ele se refere a hipertensao arterial. O exame fisico
revelou acuidade visual melhor corrigida de 4/10 no
olho direito e 2/10 no olho esquerdo. A biomicros-
copia e a pressdo intraocular ndo mostraram dados
positivos e o fundo de olho revelou turbidez vitrea,
papilas hiperémicas com bordas levemente difusas,
hemorragias superficiais no nivel do polo posterior
e edema macular confirmado por tomografia de co-
eréncia dptica. Foi realizada retinofluoresceinografia
(RFG), que relatou: quadro compativel com obstrugao
da veia retiniana central bilateral. Foram realizados
estudos sistémicos do paciente, incluindo: exames
laboratoriais gerais e hematoldgicos, neuroldgicos e
reumatoldgicos, sem resultados positivos. Diante des-
sa situagdo, foi solicitado RFG de campo amplo, onde
foi evidenciada grave isquemia retiniana em ambos
os olhos com remanescente vascular peripapilar e
hiperfiltra¢ao vascular ao nivel da cabeca do nervo
Optico. Um diagnoéstico de sindrome IRVAN grau III
foi alcangado. Por esse motivo, optou-se por iniciar o
tratamento com glicocorticoides sistémicos, imuno-
moduladores, azatioprina, panfotocoagulagio a laser
de argonio e bevacizumabe intravitreo. Foi realizado
acompanhamento semestral com RFG para avalia¢ao
da evolugdo da doenga.

Conclusio: Este caso demonstra o possivel beneficio
da terapia imunobioldgica em pacientes com IRVAN
refratdrio ao tratamento convencional.
Palavras-chave: IRVAN, aneurismas, vasculite reti-
niana, angiografia com fluoresceina, glicocorticéides,
adalimumabe, imunobioldgicos.

Introduccion

El sindrome idiopatico de vasculitis retinal,
aneurismas y neurorretinitis —conocido como
IRVAN por sus siglas provenientes del inglés (idio-

e86



Oftalmologia Clinica y Experimental ¢ ISSN 2718-7446 « Volumen 15 * Ntmero 1+ Marzo 2022

pathic retinal vasculitis, aneurysms, and neuroreti-
nitis)— se describio por primera vez en 1995. Su
etiologia se desconoce hasta la actualidad, aunque
algunos autores han especulado una asociacién
con P-ANCA, vasculitis sistémica y sindrome
antifosfolipidico?.

En cuanto a su epidemiologia, es mas frecuente
la presentacion bilateral en mujeres jovenes de
mediana edad sin ninguna asociacién sistémica’.
La fisiopatogenia se relaciona con una inflama-
cion que dana las arterias retinales de una manera
que promueva dilataciones aneurismaticas’.

El diagndstico se basa en una constelacion de
caracteristicas clinicas con ayuda de angiogra-
fia con fluoresceina para pesquisar anomalias
arteriolares. Actualmente se utilizan tres crite-
rios principales (vasculitis retinal, dilataciones
aneurismaticas en las bifurcaciones arteriales
y neurorretinitis) y tres criterios menores (no
perfusion capilar periférica, neovascularizacion
retinal y exudacién macular) para diagnosticar
IRVAN'.

Las complicaciones asociadas a este sindrome
incluyen retinopatia exudativa a nivel macular y
areas extensas de la retina periférica sin perfusion
que eventualmente pueden conducir a la neovas-
cularizacion con resultados devastadores para la
agudeza visual (AV) de estos pacientes.

En la actualidad, los tratamientos sugeridos
son fotocoagulacion con laser, cirugia, criotera-
pia transescleral, terapia con esteroides, antian-
giogénicos y administraciéon de anticuerpos
monoclonales como ranibizumab, infliximab y
adalimumab*.

El prondstico visual es incierto, se han descrito
casos autolimitados con buena AV como casos
en donde la isquemia periférica y la neovascula-
rizacion son progresivas y agresivas provocando
severa disfuncién visual®.

Asimismo, al realizar una busqueda bibliogra-
tica en PuBMed (IRVAN + syndrome) hasta julio
de 2021 se encontraron sélo 41 trabajos, lo cual
expresa su escasa divulgacion cientifica.

Por lo tanto, el objetivo del presente trabajo es
describir a continuacién las caracteristicas cli-
nicas, la progresion de la enfermedad y los efec-
tos del tratamiento en un caso de sindrome de
IRVAN bilateral con hallazgos tipicos.

Caso clinico

Paciente de sexo masculino de 52 afios consult6
por disminucion de agudeza visual bilateral de 6
meses de evolucién con empeoramiento progre-
sivo de la misma. Como antecedentes personales
refirié hipertension arterial en tratamiento con
enalapril.

Al examen fisico presentd AV de 4/10 en ojo
derecho (OD) y 2/10 en ojo izquierdo (OI) que no
mejoraron con correccion. Su refraccion objetiva
fue: OD esférico +0.50 cilindro -3.75 a 175; OI
cilindro -4.75 a 0°. La biomicroscopia y la presion
intraocular no ofrecieron hallazgos significativos.

En el fondo de ojos se constaté turbidez vitrea,
nervio optico hiperémico con bordes levemente
difusos, hemorragias superficiales a nivel del polo
posterior y edema macular que se confirmo por
tomografia de coherencia 6ptica.

Al realizar la evolucion sistémica del paciente,
tanto los estudios de laboratorio general y hema-
toldgico como los exdmenes neurologicos y reu-
matologicos no arrojaron resultados positivos.
Se solicitéd una angiografia con fluoresceina de
campo amplio donde se evidencié hiperfluores-
cencia de ambos nervios épticos y paredes de
los vasos, con fuga tardia, dilataciones aneuris-
maticas en la cabeza del mismo y areas de no
perfusion capital significativa abarcando periferia
retinal y maculas y quedd un remanente vascular
peripapilar en ambos ojos (fig. 1).

De acuerdo con todos los hallazgos clinicos y
paraclinicos se realizd el diagndstico de sindrome
IRVAN al contar con dos criterios principales
(vasculitis retinal, dilataciones aneurismaticas
en la cabeza del nervio éptico y en bifurcacio-
nes arteriales, y neurorretinitis) y dos criterios
menores (falta de perfusion capilar periférica y
exudaciéon macular) en ambos ojos.

El paciente fue tratado con glucocorticoides
a altas dosis via oral (prednisolona 80 mg/dia),
metotrexato 15 mg/semana, acido félico y ciclo-
fostamida 1 gr en 6 pulsos durante 6 meses, mas
fotocoagulacion selectiva con laser en areas peri-
féricas sin perfusion.

Sin embargo, a pesar del tratamiento instau-
rado, la AV disminuyé a OD: 0.1 O10.05 yla REG
mostrd una progresion del cuadro (menor vas-
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Figura 1. Mayo 2020: angiografia con fluoresceina campo amplio
OD-OI respectivamente. Se evidencia hiperfluorescencia de ambos
nervios opticos y paredes de los vasos con fuga tardia, dilataciones
aneurismaticas en la cabeza del mismo y dreas de no perfusion
capilar significativa abarcando periferia retinal y maculas, quedando
un remanente vascular peripapilar en ambos ojos. Cicatrices de
panfotocoagulacion periférica.

cularizacién periférica e hiperfluorescencia del
nervio Optico). Se decidié entonces continuar con
metotrexato, corticoides en pautas de descenso
y triamcinolona intravitrea asociada a bevacizu-
mab (Avastin®).

Al cabo de 6 meses, la RFG de control mostré
menor filtracion a nivel del nervio dptico, pero
se observo mayor oclusién vascular a nivel peri-
térico. Debido al cuadro severo se decidio iniciar
adalimumab 40 mg cada 15 dias por tiempo inde-
terminado repitiendo las inyecciones intravitreas
de bevacizumab (Avastin®).

La respuesta al tratamiento con el anticuerpo
monoclonal (adalimumab) durante 5 meses esta
vez fue permanente con menor filtracion a nivel
del nervio éptico y paredes de vasos (fig. 2).

En la actualidad, luego de 18 meses desde el
diagnostico y de 6 meses de tratamiento con ada-
limumab, el paciente se encuentra estable, con
una AV que se mantuvo en 0.1y 0.5 OD-OI res-
pectivamente al dia de la fecha.

Discusion

El sindrome de IRVAN es una vasculopatia rara
de etiologia atin desconocida pero con resultados

Figura 2. Abril 2021: angiografia con fluoresceina campo amplio
OD-OI respectivamente. Se observan dreas de no perfusion

capilar significativa abarcando periferia retinal y maculas. Menor
hiperfluorescencia de ambos nervios opticos y paredes de los vasos
respecto a control previo. Cicatrices de panfotocoagulacién periférica.

ominosos para la agudeza visual si no se trata
de forma precoz y agresiva’.

Se describieron varios tratamientos en la lite-
ratura, de los cuales el principal es la interven-
cién precoz con fotocoagulacion retinal para
evitar las complicaciones vasculares®.

Existen ademds varios tratamientos coad-
yuvantes; entre ellos: corticoides sistémicos,
que han demostrado que actuarian disminu-
yendo la inflamacién intraocular; sin embargo,
la respuesta a esteroides suele ser minima o
inexistente®.

En cuanto a la terapia con antiangiogénicos,
todos los anti VEGF (bevacizumab-ranibizu-
mab) han sido eficaces para el manejo de com-
plicaciones neovasculares, tanto del segmento
anterior como posterior®.

Existen casos reportados de IRVAN tratados
con agentes bioldgicos como infliximab con una
reduccién de inflamacién y fuga a nivel del ner-
vio dptico y vasos’.

En nuestro caso, ante la falta de respuesta con
los tratamientos instaurados, se decidié comenzar
con adalimumab en dosis de 40 mg cada 15 dias,
mostrando en la angiografia una franca reduc-
cion de la inflamacion v filtracion de vasos. Sin
embargo, cabe destacar que actualmente no existe
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suficiente informacién sobre los beneficios de
estas terapias a largo plazo.

Por las caracteristicas y evolucion del caso
resultd importante realizar el estudio sistémico
del paciente para descartar etiologias de presen-
tacion similar y la instauracion precoz de pan-
fotocoagulacién para evitar —como sucedié en
nuestro paciente— el desarrollo de neovascu-
larizacién intraocular y con ello los resultados
devastadores en la agudeza visual.

A su vez queremos recalcar la importancia del
seguimiento estricto de los pacientes con RFG de
campo amplio para poder pesquisar no sélo la
actividad de la enfermedad sino también evaluar
la respuesta del tratamiento instaurado.

En conclusidn, este caso demuestra el posible
beneficio de la terapia con inmunobioldgicos en
pacientes con IRVAN refractarios al tratamiento
convencional.
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Las heridas de bala orbitarias son potencial-
mente severas, su extraccion es compleja y el
prondstico visual generalmente malo'?. En las
imagenes del presente caso se puede apreciar el
orificio de entrada de la bala (fig. 1) y su locali-
zacion final a nivel orbitario (fig. 2). El proyectil
se alojo inferior al nervio optico en su salida del
globo; el trayecto orbitario fue limpio sin lesionar
estructuras. Se realizo la extraccion del proyectil
en Orbita izquierda mediante abordaje orbitario
a través de incision subciliar. Se observé hema-
toma en recto inferior y se constato la integri-
dad del globo. No se encontrd ningtn signo de
lesion oftalmolégica tras la cirugia y se preservo
la visién en todo momento, a pesar de la relevan-
cia del evento sufrido y las severas consecuencias
que podrian haber acontecido.

A bullet wound with a happy end

Orbital gunshot wounds are potentially severe,
their extraction is complex and the visual progno-
sis is generally poor'~. In the images of the pres-
ent case, the entry hole of the bullet can be seen
(tig. 1) and its final location at the orbital level
(fig. 2). The projectile was lodged inferior to the
optic nerve at its exit from the globe, the orbital
path was clean without damaging structures.
The projectile was extracted in the left orbit by
means of an orbital approach through a subciliary
incision. Hematoma was produced in the lower
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rectum and the integrity of the globe was veri-
fied. No signs of ophthalmological injury were
found after surgery and vision was preserved at
all times, despite the relevance of the event suf-
fered and the serious consequences that could
have occurred.
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Figura 2. Visualizacién de la bala en la cavidad orbitaria mediante imagen TAC.
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