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Tolosa-Hunt Syndrome as an Initial Presentation of Sarcoidosis
Sr. Editor:

El sindrome de Tolosa-Hunt (STH) se define como una inflama-
cién granulomatosa idiopatica del seno cavernoso o de la fisura
orbitaria superior, caracterizado por una oftalmoplejia dolorosa
unilateral, con anormalidades en la resonancia magnética (RM)
cerebral que consisten en un aumento del tamafio y en la hiper-
captaciéon del medio de contaste intravenoso del seno cavernoso
afectado’?. Se presenta habitualmente como una paralisis dolorosa
del tercer par craneal, aunque puede afectar a cualquier nervio del
seno cavernoso!. Es un diagnéstico clinico y de exclusién. A con-
tinuacién presentamos un caso de STH como presentacion inicial
de una sarcoidosis. Se trata de una mujer de 55 afios que consulta
por historia de diplopia variable, intermitente y horizontal asociada
con ptosis del parpado superior derecho y dolor leve. Los sinto-
mas habian comenzado progresivamente 4 afios antes habiéndose
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diagnosticado inicialmente de enfermedad inflamatoria orbital.
Referia ademas, eritema nudoso 8 afios antes, y fatiga leve durante
varios meses. En la exploracién fisica destacaba una paresia del VIy
III par craneales derechos, cursando con ptosis y diplopia horizon-
tal. Ademas, hipoestesia y alodinia en territorio de la primera rama
del trigémino (V1). El fondo de ojo fue normal de manera bilateral.
La exploracién cardiopulmonar, abdominal, cutdnea y locomotor
dentro de los limites normales. En las pruebas complementarias,
hemograma, bioquimica, sistematico y sedimento de orina fueron
normales, asi como VSG, PCR y la enzima convertidora de angioten-
sina (ECA). La puncién lumbar present6 presién de apertura normal.
El andlisis del liquido cefalorraquideo no revel6 células, siendo los
niveles de glucosa, proteina total y ECA normales. Se realiz6 RM
que mostré una tumefaccién y aumento de misculos extraocula-
res, con extensién intracraneal y compromiso del seno cavernoso
(figs. 1a y c). Una tomografia computarizada del térax objetivd
linfadenopatia hilar bilateral y nédulos pulmonares pequefios y
bien definidos. Una PET/TC de fluorodeoxiglucosa de 18F (figs. 1b
y d) mostré una captacién normal en la érbita derecha y los gan-
glios linfaticos del térax. Se realizé una biopsia endoscépica del
seno cavernoso endonasal, en la que se encontraron granulomas

Figura 1. Imagenes de RM axiales potenciadas en T1 con supresién grasa tras la administracion de contraste IV (a y c¢) y de PET/TC (b y d): hipermetabolismo de la lesién
infiltrativa orbito-craneal derecha (espacio extraconal y celdillas etmoidales, fosa pterigopalatina y agujero oval).
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confluentes, no necrosantes, sugerentes de sarcoidosis. El despis-
taje de tuberculosis fue negativo.

Con estos hallazgos iniciamos tratamiento con glucocorticoi-
des, primero 3 bolos de metilprednisolona intravenosa de 1 g/dia
y luego prednisona a dosis de 1 mg/kg en pauta descendente. Pre-
sentando una rapida mejoria clinica, aunque la extension orbital
y el dafio neurolégico establecido presentaron menor respuesta,
objetivado con las pruebas de imagen. Dada la buena respuesta
inicial a la corticoterapia, no se inici6 el uso de inmunosupreso-
res.

En nuestra paciente, los hallazgos de la RM orbital sugirieron
el STH y después del examen sistémico, y la biopsia nos plantea-
mos una presentacion inicial inusual de sarcoidosis sistémica con
sintoma principal neurolégico. La neurosarcoidosis aislada es poco
comun, debido a que mas del 90% de los pacientes también tie-
nen sarcoidosis en otros érganos, especialmente los pulmones y
los ganglios linfaticos mediastinicos®. La neuropatia craneal es la
manifestacién mdas comun de la neurosarcoidosis?®. El diagndstico
de la neurosarcoidosis es a menudo dificil, porque las manifesta-
ciones clinicas y los hallazgos de los estudios por imagenes pueden
ser imitados por varias otras enfermedades. La RM cerebral es la
imagen mas sensible para el diagnéstico?. Este caso destaca que la
sarcoidosis puede presentarse en formas inusuales, enmascarando
trastornos neurolégicos.

Bibliografia

1. Lutt]R, Lim L, Phal P, Rosenbaum JT. Orbital inflammatory disease. Semin Arthritis
Rheum. 2008;37:207-22.

2. Prete B, SowkaJ. Painful ophthalmoplegia as an initial presentation of sarcoidosis.
Clin Exp Optom. 2017;100:291-3.

3. Ungpraset P, Matteson EL. Neurosarcoidosis. Rheum Dis Clin North Am.
2017;43:593-606.

Anahy Brandy-Garcia®*, Carlos Sudrez-Cuervo®
y Luis Caminal-Montero

a Servicio de Reumatologia, Instituto de Investigacion Germans Trias i
Pujol, Badalona, Barcelona, Espafia

b Department of General Medicine, Borders General Hospital, Melrose,
Scotland, Reino Unido

¢ Servicio de Medicina Interna, Hospital Universitario Central de
Asturias, Oviedo, Asturias, Espaiia

* Autor para correspondencia.
Correo electrénico: anahymbg@gmail.com
(A. Brandy-Garcia).

https://doi.org/10.1016/j.reuma.2019.07.003
1699-258X/ © 2019 Elsevier Espaiia, S.L.U. y Sociedad Esparfiola de Reumatologia y
Colegio Mexicano de Reumatologia. Todos los derechos reservados.

Respuesta a: Estado actual del tratamiento R

con infiltraciones intra-articulares en la artritis
idiopatica juvenil

Response to: Current Status of Treatment With Intra-Articular
Infiltrations in Juvenile Idiopathic Arthritis

Sr. Editor:

Hemos leido atentamente la publicacién de Nieto-Gonzailez
y Monteagudo' en REUMATOLOGIiA CLiNICA, donde se realiza una
revisién narrativa de la literatura con relacién a la practica de infil-
traciones intra-articulares con corticoides (IAC) en pacientes con
artritis idiopatica juvenil (Al]). Nos gustaria exponer los resulta-
dos de una encuesta realizada a todos los miembros de la Sociedad
Espafiola de Reumatologia Pediatrica (SERPE) en 2017, en la que se
les consultaba acerca de su practica habitual en relacién a diversos
aspectos de dicha técnica.

La encuesta constaba de 10 preguntas ideadas por el Comité
Cientifico del Congreso Nacional de 2017 de dicha sociedad. Las
preguntas incidian sobre: especialidad médica del personal que
realizaba las IAC (reumatélogo, pediatra, médico rehabilitador,
traumaté6logo); categoria de la Al en que se empleaba dicho
procedimiento; indicacién de analgesia y/o sedacién durante el
mismo; farmaco(s) empleado(s); detalles acerca de la técnica de
IAC (asepsia, lavado con suero salino, dilucién del corticoide y
otros); nimero maximo de articulaciones infiltradas en una sesion;
nimero maximo de IAC de una misma articulacién en un afio; reco-
mendaciones tras lainfiltracién; complicaciones tras la infiltracion;
y diferencias entre nifios segin su edad. La plataforma empleada
fue «SurveyMonkey», que permite la creacion de encuestas en linea
(https://es.surveymonkey.com). Dicha plataforma interpreta las
respuestas de los encuestados y realiza una estadistica descriptiva
basica de las mismas.

De los 120 socios contactados, se obtuvo respuesta de 85. Los
resultados de la encuesta evidenciaron la heterogeneidad existente

entre los diversos profesionales que realizan IAC en AlJ, que otros
autores han comunicado con anterioridad?. La tabla adjunta expone
dichos resultados. En general, las contestaciones de los encuesta-
dos reflejan la ausencia de guias de actuacién reconocidas para
esta técnica, poniendo de manifiesto la existencia de un proce-
der «segln arte» en los diferentes centros que atienden nifios y
jovenes con enfermedades reumadticas. Similares conclusiones se
obtuvieron en un trabajo norteamericano basado asimismo en una
encuesta’.

Este estudio tiene varias limitaciones, siendo quizas la princi-
pal el hecho de que la encuesta solo fue respondida por 85 de
120 socios, esto es, un 70%. Ademas, no todos los facultativos que
asisten las enfermedades reumaticas de los nifios en nuestro pais
son socios de la SERPE, aunque si la mayoria. Por otro lado, no
se ha realizado un andlisis de potencial interés: evaluar si, dentro
de la heterogeneidad observada en las respuestas, se encontraria
una mayor homogeneidad en las mismas si se estratificasen segtin
especialidad del encuestado (reumatélogo, pediatra, rehabilitador,
traumatélogo).

Hay aspectos relevantes, en nuestra opinion, en relacién con
la técnica de IAC que si se han incluido en la encuesta. Uno de
ellos es el creciente protagonismo de la ecografia en la consulta
de reumatologia pediatrica, incluyéndose en afios recientes como
una herramienta mas* a la hora de infiltrar diversas localizacio-
nes consideradas «dificiles» (articulacién témporo-mandibular?,
tendosinovitis®, subastragalina’). Por otro lado, en todos los ambi-
tos de la pediatria se esta llevando a cabo una implementacién de
técnicas de sedo-analgesia con el fin de mejorar la calidad de la
asistencia al paciente pediatrico; incluyendo las IAC, seglin diversas
publicaciones recientes®-10,

Aunque la IAC no es una técnica que conlleve eventos adver-
sos de relevancia, y que no requiere de una larga formacién
al respecto para poder realizarla con la suficiente pericia, los
autores consideramos necesario el desarrollo de guias o reco-
mendaciones al respecto dirigidas a la poblacién infantil y
juvenil(tabla 1).
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