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Recurrence in hepatic cystic echinococcosis

Surgical treatment of hepatic cystic echinococcosis is associated (among others), with a current recurrence
rate of up to 27%; although recurrence after total resection of an intact cyst is rare. In general, recurrence
occurs as a result of the spillage of living parasitic structures into a cavity, or of leaving germinal residues,
daughter vesicles, or protoscolices during surgery. Recurrence is usually asymptomatic, so the diagnosis
depends almost exclusively on a rigorous and prolonged follow-up, with clinical controls, serological
determinations, and images. Treatment may include the use of albendazole, followed by interventional
radiology techniques or surgery. The aim of this manuscript was to generate a reading document regarding
the recurrence of hepatic cystic echinococcosis.
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Resumen

El tratamiento quirurgico de la equinococosis quistica hepatica se asocia (entre otras), con una tasa de
recurrencia actual de hasta 27%, aunque es infrecuente la recurrencia después de la exéresis total de un
quiste intacto. Por lo general, la recurrencia ocurre producto del derrame de estructuras parasitarias vivas
a alguna cavidad, o de dejar residuos de germinal, vesiculas hijas o protoescolices durante la cirugia. La
recurrencia suele ser asintomatica, por lo que el diagnostico depende, casi exclusivamente, de un segui-
miento riguroso y prolongado en el tiempo, con controles clinicos, determinaciones serologicas, e image-
nes. El tratamiento puede incluir el uso de albendazol, asociado a técnicas de radiologia intervencionista
o cirugia. El objetivo de este manuscrito fue generar un documento de lectura referente a la recurrencia
de la equinococosis quistica hepatica.

Palabras clave: echinococcosis, echinococcus granulosus; echinococcosis hepatica; cirugia de echino-
coccosis hepatica; recurrencia.

Introduccion

La infecciéon humana por Echinococcus gra-
nulosus, es una enfermedad zoonotica parasitaria,
responsable de la echinococcosis quistica (EQ) o
hidatidosis, cuyo 6rgano blanco mas comun es el
higado (EQH). Es considerada una de las enferme-
dades tropicales zoondticas desatendidas', con un
alto impacto en afios de vida ajustados por discapa-
cidad (superior a 285.000) y altos costes (superiores
a 193 millones de délares anuales), suponiendo que
no exista subnotificacion?.

Los quistes pueden permanecer asintomaticos
durante afios y, en ocasiones, se ha descrito regre-
sion espontanea. Sin embargo, lo habitual es que la
EQ y la EQH progresen de forma lenta y silenciosa

hasta su diagnostico por hallazgo incidental; o por
la apariciéon de sintomas, usualmente asociados
a complicaciones evolutivas de la EQH, como
anafilaxia, rotura a cavidades, rotura intrabiliar,
infeccion pidgena®S. Por ello, es que el tratamiento
debe orientarse a eliminar la enfermedad (con la
menor morbilidad y mortalidad posible), tratar las
complicaciones asociadas (si existiesen), y evitar la
recurrencia.

La cirugia sigue siendo el tratamiento de eleccion
de la EQH™, sin embargo, el uso de tratamientos
benzoimidazoélicos, PAIR y la estrategia “observar
y esperar’”’, otorgan nuevas alternativas terapéuticas
que deben ser evaluadas en el tratamiento indivi-
dual de cada paciente. No obstante lo cual, todas
ellas tienen algunos elementos en comun, uno de

183


https://orcid.org/0000-0001-9213-2905
https://orcid.org/0000-0001-9213-2905

RECURRENCIA EN ECHINOCOCCOSIS QUISTICA HEPATICA - C. Manterola et al.

ARTICULO DE REVISION

184

los cuales es la recurrencia; variable que sin duda,
representa un criterio importante de la efectividad
de cada tratamiento'’.

La recurrencia puede diagnosticarse por image-
nes, durante el seguimiento posterior a la aplica-
cion de algun tratamiento, o presentase asociado a
complicaciones, como infeccion pidgena, ruptura
intrabiliar o anafilaxia®®!"12,

Los reportes de esta variable siguen siendo altos
independiente del lugar de donde se generen los
datos. Por ejemplo, en articulos de la década de
los noventa la recurrencia reportada fue de hasta
50,0%"13. A partir del afio 2000 se publicaron cifras
de hasta 38,8%'*?!, y en los ultimos cinco afios de
hasta 27,0%%2,

Esta situacion podria explicarse por la heteroge-
neidad de las poblaciones de los diferentes estudios,
que incluyen pacientes con EQH complicada y no
complicada; la diversidad de tratamientos (farma-
cologicos, percutaneos, quirdrgicos, etc.), sus va-
riantes, y combinaciones; la gran variabilidad en los
tiempos de seguimiento reportados; e incluso por las
formas de estudiar la recurrencia. De hecho, existen
reportes que cifran en 0% la recurrencia'®>!>25% o
que genera ademas confusion respecto de la validez
interna de la medicion de esta variable.

El objetivo de este manuscrito fue generar un
documento de lectura referente a la recurrencia de
la EQH.

Definicion

Se define recurrencia de EQ como la aparicion de
nuevos quistes activos después de aplicada alguna
intervencion a una EQ intra o extrahepatica, ya sea
esta quirirgica, medicamentosa, radiologica, endos-
copica, etc.; y se manifiesta como la reaparicion de
quistes en el sitio de un quiste previamente tratado,
o por la aparicion de una nueva enfermedad extra-
hepatica como resultado de la contaminacion rela-
cionado con el procedimiento terapéutico?’-*. Esto
no se ha de confundir con el desarrollo de nuevos
quistes en ubicaciones extrahepaticas remotas, como
pulmones, rifiones, huesos, etc., que simplemente
pueden reflejar la manifestacion de una enfermedad
diseminada, y no el fracaso del procedimiento tera-
péutico primario.

La causa de la recurrencia local es la imposibili-
dad de extirpar o climinar la totalidad de quistes y
protoescolices viables en el momento de la interven-
cion primaria, lo que rara vez ocurre cuando se re-
seca el quiste completo, en bloque y sin abrir?. Sin
embargo, con procedimientos conservadores como
cistostomia, cistectomia parcial, y otras; existe la
posibilidad de dejar estructuras parasitarias viables,

especialmente, en quistes de larga evolucion en los
que puede haber penetracion a través de la periquis-
tica hacia el parénquima hepatico circundante'®.
Por lo tanto, el procedimiento quirirgico debe ser
meticuloso para evitar el derrame intraperitoneal y
eliminar la totalidad del contenido quistico, incluido
cualquier material parasitario que haya penetrado
la periquistica. Es asi como existe evidencia que
sustenta el uso de cirugia radical respecto de las
técnicas conservadoras como forma de reducir la
recurrencia postoperatoria®-%.

Factores de riesgo

En un estudio retrospectivo de 238 pacientes in-
tervenidos por EQH, en el que se registré un 7,2%
de recurrencia, con seguimiento promedio de 50
meses, se determind que las variables antecedentes
de hidatidosis y tener 2 0 mas quistes son factores
de riesgo de recurrencia (OR: 4,98; IC 95%: 1,76;
14,11; p = 0,003 y OR: 3,23; IC 95%: 1,14; 9,11;
p = 0,027 respectivamente)'?.

En un estudio retrospectivo de 49 pacientes con
EQH, en el que se registré un 19,0% de recurrencia,
con seguimiento promedio de 50 meses, se verifico
que el acceso laparoscopico fue factor predictivo
tanto de recurrencia peritoneal (OR: 5,5; p = 0,008),
como de recurrencia extrahepatica abdominal (OR:
3,54; p=10,035)"

En otro estudio retrospectivo de 391 pacientes
intervenidos por EQH, en el que se registr6 un
12,0% de recurrencia, con seguimiento promedio
de 50 meses, se verificod que quistes de mas de 7
cm de didmetro y quistes ecograficamente tipo I
fueron factores de riesgo de recurrencia (OR: 2,74;
IC 95%: 1,77; 5,01; y OR: 2,5; IC 95%: 1,11; 6,26
respectivamente)'®,

En un estudio retrospectivo de 584 pacientes
intervenidos quirargicamente de EQH, en el que se
registro un 8,7% de recurrencia; con una mediana
de seguimiento de 58 meses; se concluyd que los
determinantes de la recurrencia fueron derrame de
liquido hidatidico y tratamiento inadecuado o peri-
quistectomia incompleta®.

En otro estudio retrospectivo de 672 pacientes
intervenidos por EQH, en el que se registré un
17,6% de recurrencia; sin reporte de tiempo de se-
guimiento; se constatd que las siguientes variables
son factores de riesgo de recurrencia local: historia
de cirugia previa por EQH (HR: 2,01; IC 95%: 1,13;
3,59; p = 0,006); existencia de 2 o mas quistes (HR:
2,31; IC 95%:1,15; 4,61; p = 0,018); y diametro
quistico mayor a 10 cm (HR: 2,17; IC 95%:1,12;
4,20)".

En otro estudio retrospectivo de 172 pacientes
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operados por EQH, con una recurrencia de 4,65%;
con seguimiento promedio de 60,5 meses, se atribu-
y6 como causas de recurrencia a una incision y ex-
posicion inadecuada; y a la diseminacion de estruc-
turas parasitarias durante cirugias conservadoras®.

El resumen la evidencia encontrada, se esquema-
tiza en la Tabla 1 (todos corresponden a estudios de
nivel de evidencia 4 para estudios de tratamiento y
de prondstico™).

Diagndstico

Un protocolo estandarizado que emplee ultraso-
nografia (US) o tomografia computarizada (TC) con
un seguimiento de al menos 5 afios es esencial para
la documentacion de la efectividad terapéutica de la
EQH en lo que a recurrencia se refiere>3!32; puesto
que hay evidencia que sustenta que la recurrencia
puede ocurrir hasta 40 meses después de la cirugia'?
e incluso a 10 anos*.

Al inicio, la recurrencia suele ser asintomatica,
y tanto la evaluacion clinica como el inmunodiag-
néstico pueden tener mala precision diagnostica;
de tal modo que los titulos en sangre pueden dis-
minuir lentamente durante meses o afios, incluso
con la eliminacion completa de la enfermedad. Por
lo tanto, una prueba serologica positiva durante el
seguimiento no es, necesariamente, un diagnostico
de recurrencia, pero un titulo en aumento si lo es*.

Los métodos preferidos para identificar una recu-
rrencia, son la US y la TC*34%, Ambas alternativas
tienen adecuada sensibilidad y especificidad para
diagnosticar EQH. Aunque existe evidencia de
error diagnostico entre EQH recurrente y cavidad
residual postoperatoria®®; porque la morfologia de
los quistes operados puede variar significativamente,
y con frecuencia depende del tiempo transcurrido
desde la cirugia y la exploracion imagenologica.
Por otra parte, un quiste tratado, pero no extirpado,

Tabla 1. Resumen de la evidencia de factores de riesgo para el desarrollo de recurrencia de EQH

Autor, aio Diseio n
estudio

Jaén-Torrejimeno, 2020 SCR 238
Jerraya, 2014*! SCR 49
Bedioui, 2012'® SCR 391
Prousalidis, 20122 SCR 584
El Malki, 2010" SCR 672
Kapan, 2006 SCR 172
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suele mostrar la desaparicion del liquido del quiste,
encogimiento, engrosamiento e irregularidad de la
pared del quiste. Se pueden identificar pequeiias
estructuras similares a quistes en el sitio de la ciru-
gia del quiste, las que deben seguirse con imagenes
seriadas para diferenciar cambios posoperatorios de
parasitos vivos persistentes o nuevos. No obstante
ello, es el crecimiento de una imagen quistica el
mejor marcador de recurrencia®’.

Alternativas terapéuticas

La EQ es una enfermedad benigna, por lo que
a diferencia de una neoplasia maligna que recurre
después de un tratamiento, la EQ recurrente progre-
sa lentamente y es poco habitual que represente una
condicion de riesgo vital de urgente necesidad de
solucion. Por lo cual, existe tiempo para la toma de
decisiones terapéuticas. De hecho, en situaciones es-
peciales como recurrencia en sujetos asintomaticos
con comorbilidades graves o de edad avanzada, pu-
diera considerarse como alternativa el seguimiento
y tratamiento solo de las complicaciones evolutivas
de esta recurrencia.

Por otra parte, en el caso de sujetos en buenas
condiciones de salud, la recurrencia debe tratarse
independientemente de si es o no sintomatica. Es-
pecialmente, cuando la recurrencia se asocia con
alguna complicacion evolutiva, como infeccion
del quiste®, transito al torax’, colangiohidatidosis®,
etc. En estos casos, se puede optar por tratamientos
puente, como drenaje percutaneo o endoscopico,
para luego ir al tratamiento definitivo.

Recurrencia intrahepadtica

Las opciones de tratamiento son las mismas que
para EQH primaria. Sin embargo, el hecho de que el
tratamiento primario apropiado haya fallado sugiere
que un tratamiento mas radical puede estar indicado

Factores asociados

Cirugia previa de EQ, 2 o mas quistes

Acceso laparoscopico

Diametro > 7 c¢m, quistes tipo |

Derrame de liquido hidatidico, tratamiento inadecuado
Cirugia previa de EQ, 2 o mas quistes, diametro quistico > 10 cm

Incision y exposicion inadecuada, diseminacion por cirugia conservadora

EQH: Echinococcosis quistica hepatica; SCR: Serie de casos retrospectiva; N: Nimero de casos del estudio.
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en el caso de recurrencia. En EQH compleja (quiste
de localizacion central, con afectacion de pediculos
vasculares y biliares), en ocasiones es necesario tra-
tar la recurrencia por etapas, de tal modo de ofrecer
paliacion a largo plazo con buena calidad de vida;
que es preferible a morbilidad postoperatoria grave
o incluso mortalidad quirurgica debida a intentos de-
masiado entusiastas de lograr la curacion mediante
escisiones radicales en todos los casos.

Cistotomia y evacuacion con o sin cistectomia
parcial

La evacuacion del quiste es un procedimiento
seguro, y si la reseccion de la pared del quiste se
limita a la porcion de la pared que no involucra
pediculos importantes, también se puede realizar
con una mortalidad operatoria baja. Si el paciente ha
sido tratado previamente mediante evacuacion del
quiste, es probable que la recurrencia se deba a la
penetracion del parasito a través de la periquistica;
y la probabilidad de recurrencia adicional es alta a
menos que se realice a cabo una cistopericistectomia
completa o una reseccion hepatica®® (Deo, 2020;
Farhat, 2022).

Cistopericistectomia completa o reseccion
hepatica anatémica

La cistopericistectomia completa tiene la mejor
posibilidad de curar la EQH si se efectua sin abrir el
quiste. También conlleva mayor riesgo operatorio,
especialmente, para quistes de ubicacion central (lo
que se reduce en equipos con experiencia quirdrgica
en higado y vias biliares), y debe reservarse para

pacientes en los que se puede realizar con seguri-
dad!7:252

Cirugia laparoscépica y robdtica
No existe evidencia actual que sustente su utili-
zacion en estos casos.

Radiologia intervencional

El tratamiento percutaneo de la EQH implica
el drenaje del quiste y la instilacion y extraccion
de algin agente escolicida. Existe evidencia que
respalda el uso de las técnicas PAIR y Ormeci para
el tratamiento de quistes univesiculares primarios
no complicados sin comunicacion biliar***. Sin
embargo, no hay reportes del uso de alguna de ellas
en el tratamiento de EQH recurrente, no obstante lo
cual, en pacientes con morfologia quistica apropia-
da, estos procedimiento podrian considerarse una
opciodn terapéutica, especialmente, si la alternativa
quirdrgica se asocia con mayor riesgo de morbilidad
secundaria®“°,

Tratamiento farmacolégico

Los estudios sobre efectividad del tratamiento
perioperatorio con albendazol en la EQH primaria
indican que es probable que exista un beneficio en
cuanto a la reduccion del nimero de escolices via-
bles en los quistes tratados**. De hecho, la terapia
con albendazol seria un complemento util para el
PAIR*. Sin embargo, parece razonable probar el
albendazol en recurrencia solo si no se ha usado
previamente. En pacientes en los que el albendazol
fracaso en la enfermedad primaria, parece poco
posible que tenga éxito ante una recurrencia. Su uso
en la enfermedad recurrente ha sido poco estudiado.

Recurrencia intraabdominal extrahepdtica

Los principios generales del tratamiento son los
mismos que para la recurrencia intrahepatica, aun-
que existen algunas diferencias segin la ubicacion y
la morfologia del quiste. La enfermedad del epiplon,
generalmente, se puede resecar con el epiplon. La
enfermedad esplénica se trata mediante esplenec-
tomia (con sus variantes). La enfermedad que invo-
lucra segmentos localizados del intestino se puede
resecar con intestino, pero los quistes grandes que
involucran multiples asas con o sin otros 6rganos se
pueden tratar con evacuacion completa y aplicacion
de agentes escolicidas. La recurrencia retroperito-
neal puede rastrearse hacia el torax y la operacion
requiere un enfoque combinado que utilice la eva-
cuacion del quiste y la escision de la pared*+#.

Enfoque personal

La seleccion del tratamiento depende de cual
haya sido el tratamiento primario, la morfologia del
quiste, la ubicacion del quiste y las complicaciones
coexistentes (Tabla 2). La evacuacion de todo el
contenido y revestimiento del quiste es el trata-
miento preferido en la mayoria de los pacientes con
enfermedad primaria, especialmente en aquellos que
han fracasado con albendazol y PAIR. La cistope-
ricistectomia completa o la reseccion anatomica del
higado en estas situaciones debiera reservarse para
quistes periféricos de facil acceso. En pacientes que
han tenido recurrencia después de la simple evacua-
cion del contenido del quiste; la reseccion completa
del quiste es el tratamiento de eleccion, incluso si
significa una reseccion hepatica mayor, siempre que
se pueda realizar de forma segura.

En aquellos casos en los que exista afectacion de
la bifurcacion portal, es quizas preferible optar por
un tratamiento conservador, por ejemplo: evacua-
cion y cistectomia parcial, apoyado en albendazol
(que puede utilizarse como complemento de otras
intervenciones).
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Tabla 2. Opciones para el tratamiento de recurrencia hepatica de EQ

Tratamiento de la recurrencia

Tratamiento  Albendazol solo PAIR + albendazol Cistectomia parcial via Cistopericistectomia
primario abierta total o reseccion
hepatica

Albendazol No Solo si el quiste es Tratamiento preferencial Solo en quistes periféricos
univesicular y periférico en la mayoria de los casos de facil acceso

PAIR Solo si no se uso6 Solo si univesicular y Tratamiento preferencial Solo en quistes periféricos

albendazol previamente no se uso6 albendazol en la mayoria de los casos de facil acceso

previamente

Cistectomia Solo si no se uso6 Si es univesicular, Si es multivesicular, y Tratamiento de

parcial via albendazol previamente periférico y la reseccion la reseccion completa es preferencia si se puede

abierta completa es demasiado demasiado riesgosa realizar con bajo riesgo
riesgosa

Cirugia Solo si no se uso6 Si es univesicular, Si es multivesicular, y Tratamiento de

laparoscopica  albendazol previamente periférico y la reseccion la reseccion completa es preferencia si se puede

completa es demasiado
riesgosa

demasiado riesgosa

realizar con bajo riesgo

PAIR: Puncion, aspiracion, inyeccion y reaspiracion.

El tratamiento quirurgico de EQH recurrente
debiera realizarse en centros con experiencia en
cirugia hepatica compleja*’* (He, 2015).

Un resumen de las opciones terapéuticas se enu-
meran en la Tabla 2.

Discusion

Una de las grandes limitaciones del enfoque
diagnostico-terapéutico de la recurrencia de una
EQH, radica en que la mayor parte de las publica-
ciones cientificas relacionadas, son series de casos,
mayoritariamente retrospectivas; es decir, de nivel
de evidencia tipo 4°°; con poblaciones a estudio
heterogéneas, sin criterios de seleccion previos
a la aplicacién de los tratamientos, ausencia de
estimacion del tamafno de la muestra, € incluso no
comparabilidad entre grupos en estudio (cuando se
realizan).

Por otra parte, el periodo de seguimiento de las
series suele ser muy corto (12 a 36 meses), con con-
troles poco rigurosos en temporalidad y forma de
buscar recurrencias. Ya se mencion6 que existe evi-
dencia de recurrencia hasta 10 afios después de una
cirugia®, lo que avala aun mas que el seguimiento
de estos pacientes debe ser de largo plazo, con un
posible minimo de 5 afios.

La US es el estandar de referencia como método
de seguimiento, la TC tiene un rol importante en

Rev. Cir. 2023;75(3):183-189

las presentaciones con participacion de multiples
organos; y la resonancia magnética es el estudio
con el que mejor se verifica la afectacion biliar en
recurrencias intrahepaticas®.

El tratamiento con albendazol y el PAIR, pueden
ser terapias apropiadas en casos seleccionados; sin
embargo, la cirugia sigue siendo el tratamiento
de eleccion, en especial para quistes activos, de
diametros superiores a 5 cm, sintomaticos o com-
plicados; existiendo una variedad de técnicas, que
incluyen procedimientos conservadores, radicales
y minimamente invasivos. Sin embargo, no existe
un enfoque de consenso; por lo que nos parece que
la modalidad terapéutica debe adaptarse a factores
del paciente, infraestructura local y experiencia del
equipo quirtrgico®.
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