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Resumen

Introduccion: Los tumores suprarrenales son causantes de sindromes de hipersecrecién y manifestaciones oftalmolégicas. Asimismo, la quemosis
conjuntival esta descrita como signo de enfermedades endocrino-metabdlicas.

Caso clinico: Se presenta el caso de una paciente con quemosis conjuntival bilateral refractaria secundaria a un tumor suprarrenal oncocitico que pre-
sentd una resolucion inmediata tras la cirugia tumoral.

Conclusion: La quemosis conjuntival no ha sido descrita en enfermedad de Cushing, y si en tres carcinomas suprarrenales, por lo que podria estar
relacionada con mecanismos paraneoplasicos, y no tanto con el aumento de cortisol circulante. El tumor suprarrenal es causa de quemosis conjuntival
refractaria, y debe incluirse en su diagnéstico diferencial.
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Resum

Introduccio: Els tumors suprarenals son causants de sindromes de hipersecrecié i manifestacions oftalmologiques. La quemosi conjuntival esta també
descrita como un signe de malalties endocrino-metaboliques.

Cas clinic: Es presenta el cas d’una pacient amb quemosi conjuntival refractaria secundaria a una tumoracié suprarenal oncocitica que es va solucionar
de manera immediata després de la cirurgia tumoral.

Conclusié: La quemosi conjuntival no ha estat descrita a la malaltia de Cushing i si en tres carcinomes suprarrenals. Aquest fet podria estar relacionat
amb mecanismes paraneoplasics i no amb alts nivells de cortisol en sang. El tumor suprarrenal es causa de quemosis conjuntival refractaria. Es té que
tenir present en el diagnostic diferencial.

Paraules clau: Quemosi conjuntival. Suprarenal. Paraneoplasic. Refractaria.

Abstract

Introduction: Adrenal tumors are the cause of hypersecretion syndromes and ophthalmic manifestations. Likewise, conjunctival chemosis is described
as a sign of endocrine-metabolic diseases.

Clinical case: A case of a patient, with refractory bilateral conjunctival chemosis secondary to an oncocytic adrenal tumor who presented an immediate
resolution after tumor surgery, is presented.

Conclusion: Conjunctival chemosis has not been described in Cushing’s disease, but it was described in three adrenal carcinomas. For that reason,
could be related to paraneoplastic mechanism, and not only to high cortisol blood levels. Adrenal tumor is a cause of refractory quemosis and should
be present in differential diagnosis.
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Introduccion

Los tumores suprarrenales son causantes de diversos sindromes
de hipersecrecion. El més frecuente es el sindrome de Cushing. En
este contexto son causa de diversas manifestaciones oftalmolo-
gicas, como hipertension ocular, exoftalmos por infiltracion de la
grasa orbitaria, alteracion de la vascularizacion retiniana similar a
la retinopatia diabética, retinopatia hipertensiva, edema de disco
éptico o coriorretinopatia serosa central'.

La quemosis conjuntival estd descrita como signo de multiples
enfermedades oftalmoldgicas y sistémicas, de causa infecciosa,
como la celulitis orbitaria o la mucormicosis rinocerebral; de
causa vascular, espontdnea o post-traumatica, como las fistulas
carotido-cavernosas; endocrino metabdlicas, como la oftalmo-
patia tiroidea en la enfermedad de Graves; o incluso neoplésicas,
como la leucemia linfocitica crénica de células B'2.

Caso clinico

Se presenta el caso de una paciente femenina de 73 afios, con
antecedentes de cardiopatia isquémica, ulcus pépticoy migrafa,
que acude a consultas externas de oftalmologia tras dos meses
de ser dada de alta de cirugfa de catarata en ambos 0jos, sin
incidencias, refiriendo molestias inespecificas en ambos ojos, de
un mes de evolucion.

En la exploracion se apreciaba una quemosis conjuntival bilateral
de predominio inferior (Figura 1A), sin signos inflamatorios (Figuras
1By 10). La agudeza visual, motilidad ocular intrinsecay extrinseca,
resto de polo anterior y polo posterior se consideraron normales.

Se inicid tratamiento topico corticoideo-antibidtico, pensando
en un posible efecto rebote tras la retirada del protocolo de tra-
tamiento postoperatorio, sin obtener respuesta.

Se solicitd tomografia computarizada (TC) orbitaria y analitica
tiroidea, que fueron normales.

Durante este proceso, acudié a consultas externas de endocrino-
logfa por presentar clinica de hiperandrogenismo con hirsutismo.

La analitica mostré hormona corticotropa (ACTH) 7,86 pg./ml
(<46 pg./ml), cortisol 62,7 ug/dl (antes de 10 h AM: 3.7-19.4 ugdl),
cortisol libre urinario 204 mcg / 24 horas (4,3-176 mcg/24h), tes-
tosterona 0,83 ng/dl (0,12-0,36 ng/dl), deshidroepiandrosterona
(DHEA)-sulfato 449,00 mcg/dl (10-200 mcg/dl) y 17-Hidroxipro-
gesterona, 1,85 ng/ml (post menopausia 0,19 - 0,71 ng/ml)
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Post-tratamiento

Pre-tratamiento

TC abdominal

Anatomia patoldgica

Figura 1. Resoluciéon de quemosis conjuntival tras cirugia de tumor suprarrenal.
Alaizquierda se observan fotografias pre-tratamiento. A. Ambos 0jos con quemo-
sis bilateral de predominio inferior. B. Ampliacién ojo derecho. €. Ampliacién ojo
izquierdo. Ala derecha fotografias post-tratamiento. E. Ambos ojos con resolucion
de quemosis conjuntival. F. Ampliacion de ojo derecho. G. Ampliacion de ojo
izquierdo. En la parte inferior se observan las imagenes de la anatomia patoldgica
y TC abdominal con masa solida suprarrenal de 7x5,6 cm.

Una TC toraco-abdominal objetivd una masa sélida suprarrenal
izquierda de 7x5,6 centimetros (Figura 1D).

Se programd la cirugfa de la tumoracion, realizandose adrenalec-
tomia izquierda, que conllevé la resolucion precoz de la quemosis
(Figuras 1E, 1F y 1Q).
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La anatomia patolégica (Figura 1h) describid un tumor de 6x6
cmy 100 mg de peso, constituido por tejido parduzco uniforme,
de consistencia blanda. Presentaba invasion capsular, aunque
no extraadrenal, necrosis tumoral y antigeno Ki67 elevado (po-
sitivo en 20% de la poblacion tumoral, sin mitosis atipicas). Se
diagnosticé como tumor oncocitico de corteza suprarrenal de
comportamiento maligno incierto.

La quemosis conjuntival bilateral se soluciond de forma inmediata
tras la cirugia de resecciéon de la tumoracién suprarrenal, lo cual
indica que existian uno o varios mecanismos de la tumoracion
en su produccion.

Discusion

La revision de la literatura publicada sélo ha aportado 2 casos
descritos previamente®*. El primer caso se trataba de una mujer
de 67 afos que presentd quemosis conjuntival bilateral resistente
a tratamientos topicos, diagnosticada de un adenocarcinoma
suprarrenal, tratado con cirugfa y quimioterapia, con resolucién
de la quemosis conjuntival. La paciente fallecié debido a una
insuficiencia respiratoria secundaria a metastasis pulmonares en
suelta de globos. El sequndo caso se trataba de una mujer de 56
anos con diagndstico previo de metastasis éseas con tumor de
origen desconocido, que presentd quemosis y conjuntivocalasis
bilateral, precisando intervenciéon quirdrgica de retirada de exceso
de conjuntiva para su mejoria. Posteriormente se diagnosticé de
adenocarcinoma suprarrenal productor de cortisol, con afectacion
de ganglios retroperitoneales y metastasis en higado y hueso.

Es tentador especular que la patogenia de la quemosis conjuntival
se relaciona con el aumento de cortisol circulante, que podria te-
ner efectos vasogénicos, citotdxicos o modificadores del equilibrio
hidroelectrolitico. Sin embargo, el que no se haya descrito en la
enfermedad de Cushing (hipercortisolismo de causa hipofisaria)
y si en tres tumores suprarrenales de comportamiento agresivo,
hace pensar que pudiese estar relacionada con otros mecanismos
paraneoplasicos derivados del tumor®. La miositis orbitaria ha
sido descrita como sindrome paraneoplasico de carcinoma de
cardias® y linfoma no-Hodgkin de alto grado®, y se han resefiado
otros muchos sindromes oftalmoldgicos asociados a un amplio
grupo de neoplasias’.

Entre las mutaciones involucradas en el carcinoma suprarrenal
se encuentra la del gen CTNNBT1, que regula la via de sefaliza-
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cion Wnt/B-catenina, implicada en la modulacion de procesos
de oncogénesis y de inflamacion®, entre otros. Dicha mutacién
también se asocia con alteraciones a nivel ocular (ej., vitreorreti-
nopatfa exudativa, cancer ocular,degeneracién macular exudativa
asociada a la edad, opacidades de cristalino y vitreo, etc.)?, por lo
que podrfa ser una de las posibles causas desencadenantes del
mecanismo molecular que originarfa dicha clinica.

Como conclusién, debe conocerse que el tumor suprarrenal es
una causa de quemosis conjuntival refractaria, y debe incluirse
en su diagnéstico diferencial.
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