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Resumen

Introduccion: El Pulled-in-two syndrome (PITS) es una complicacion grave de la cirugia de es-
trabismo que ocurre cuando un musculo extraocular se rompe bajo tension. El propdsito de esta
revision es caracterizar este sindrome, identificar sus factores de riesgo, analizar sus resultados y
reportar nuestros tres casos. Método: Buisqueda bibliografica. Identificacion de factores de riesgo,
manejo y resultados. Resultados: Los musculos mas frecuentemente afectados son el recto medial
y el recto inferior. Los factores de riesgo mas comunmente identificados son la cirugia ocular previa
y la paresia de nervio craneal. La edad avanzada es también un factor de riesgo significativo. Con-
clusiones: Un cirujano de estabismo puede encontrar un caso de PITS por cada aproximadamente
10 afios. En la mayor parte de los casos el musculo puede ser encontrado y reanclado al globo ocu-
lar. Si el musculo no puede ser localizado se podria realizar una cirugia de transposicién muscular.
El manejo conservador y la observacion son también opciones validas

Palabras clave: Pulled-in-two syndrome, complicacion cirugia estrabismo, rotura bajo tension.

Summary

Introduction: Pulled-in-two syndrome (PITS) is a serious complication of strabismus surgery that
occurs when an extraocular muscle ruptures under tension. The purpose of this review is to carac-
terize this syndrome, identify its risk factors, to analize its outcomes and to report our three cases.
Method: Bibliographic research. Identify risk factors, management, and outcomes. Results: The
most commonly involved muscles are the medial rectus and the inferior rectus. The most commonly
identified risk factors are previous ocular surgery and cranial nerve palsy. Advanced age is also a
significant risk factor. Conclusions: Strabismus surgeons might encounter one case of PITS appro-
ximately every 10 years. In most cases the muscle can be found and reattached to the globe. If the
muscle is not found, a transposition surgery could be performed. Conservative management and
observation are also valid options.
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Introduccion

El Pulled-in-two syndrome (PITS) es una
complicacion grave de la cirugia de estrabismo
en la que se produce la rotura de un musculo
extra-ocular bajo tension. El proposito de esta
revision es analizar la bibliografia existente
sobre este sindrome, identificar sus factores de
riesgo, su manejo clinico y por ultimo exponer
nuestra experiencia en una serie de casos cli-
nicos.

La rotura y pérdida de un vientre muscular
complicacién muy poco frecuente, pero muy
temida. Los mecanismos por los que ocurre
pueden ser diversos: un musculo o sus sutu-
ras pueden ser inintencionadamente cortadas
durante la cirugia, puede romperse el vientre
muscular durante su manipulacién o un mus-
culo correctamente anclado puede desinsertarse
en el postoperatorio precoz y retraerse bajo la
capsula.

Estos tres mecanismos fueron descritos por
McEwen y colaboradores (1) como «snipped
muscle», «snapped muscle» (2) o «slipped
muscle» respectivamente. Sin embargo, el tér-
mino Pulled-in-two Syndrome no fue acuiiado
hasta Marshall Parks y Mark

Greenwald (3) en 1990, durante la 16" re-
unidn anual de la Sociedad Americana de Of-
talmologia Pediatrica y Estrabismo. Postularon
ademds como factores de riesgo significativo
la presencia de alteraciones preexistentes en la
integridad muscular, como el antecedente de
cirugia ocular previa, oftalmopatia tiroidea (4)
o enfermedad infiltrativa metastésica (5). Ade-
mas, la edad avanzada fue reportada también
como un importante factor de riesgo.

El manejo clésico del PITS dependia del éxi-
to en localizar la porcion proximal de la rotura
muscular. Si era posible recuperarlo éste podia
ser anclado en el globo ocular o, alternativa-
mente, ser suturado a la porcién distal, y com-
pletar la cirugia planeada preoperatoriamente.
Sino era factible recuperar la porcion proximal,
el cirujano contaba con varias opciones: reali-
zar una recesion del musculo antagonista, una
transposicion muscular o incluso seguimiento y
cirugia en un segundo tiempo.
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Epidemiologia

El Pulled-in-two Syndrome se trata de una
complicacion grave y a la vez muy poco fre-
cuente. Desde que fue descrita por primera vez
en 1990 por Greenwald y Parks (3), tinicamente
se han reportado casos aislados o pequefias se-
ries de casos, por lo que el célculo de su inci-
dencia real resulta bastante complicado.

La mayor serie de casos publicada en la lite-
ratura contiene un total de cinco casos recogi-
dos en el Moorfield Eye Hospital, Londres (1).

En 2016 Ellis EM et col (6) publicaron junto
con la Universidad de San Diego los resultados
de una encuesta multicéntrica sobre la epide-
miologia, factores de riesgo, manejo y resulta-
dos postquirurgicos.

Esta publicacion recoge un total de 40 casos
de PITS reportados por 29 oftalmologos de 28
instituciones y de 6 paises diferentes: Estados
Unidos, Canada, Italia, India, Arabia Saudi e
Israel. Se describe como una encuesta multi-
céntrica disefiada para evaluar retrospectiva-
mente las caracteristicas de los pacientes con
PITS, asi como identificar factores de riesgo,
manejo y resultados. Un total de 1305 oftal-
mologos subespecializados en estrabismo y of-
talmologia pediatrica de todo el mundo fueron
invitados a participar a través de una encuesta
electronica.

Segun el estudio de Ellis EM et col (6), la
media de anos de ejercicio de la profesion como
cirujano oftalmologo fue de 18 afios (con un
rango entre 2-41 afios), y el mayor nimero de
casos experimentados por un mismo oftalmoélo-
go fue de un total de 3 casos.

Del estudio se obtiene como principal resul-
tado que el PITS es una complicacion excepcio-
nal de la cirugia de estrabismo, y se calcula que
cada cirujano puede tener un caso de PITS por
cada 10 afios de ejercicio de la profesion.

Sin embargo, segun la publicacion de Wan y
Hunters (7) sobre la incidencia de complicacio-
nes en la cirugia de estrabismo, la posibilidad
de encontrar un caso de PITS es de 1 por cada
14.000 cirugias, si bien la de encontrar un «slip-
ped muscle» es de 1 por cada 1.500 cirugias y la
de pérdida muscular de 1 entre 4.800.
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Factores de riesgo

Segin la encuesta multicéntrica de Ellis
EM(6), los factores de riesgo mas frecuente-
mente implicados fueron la existencia de ciru-
gia ocular previa (28%), paresia de nervio cra-
neal (28%), orbitopatia tiroidea (8%) y cerclaje
escleral (8) (8%).

Los casos previamente descritos en la litera-
tura identificaron los mismos cuatro factores de
riesgo. En la serie de casos de Greenwald (3),
los tres pacientes presentaban una paresia mus-
cular con contractura del musculo antagonista.

Greenwald postuld que la contractura mus-
cular dificultaria la cirugia al tratarse de un
musculo de menor longitud de la habitual y con
menos espacio para su acceso y manipulacion,
lo que podria resultar en el uso de una mayor
fuerza de la habitual. Ademas, un musculo
contracturado tiene una menor elasticidad, una
menor resistencia a su manipulaciéon y podria
necesitar de una menor traccidon para que se
produjese la rotura.

Dentro del estudio de Ellis EM, de los 11 ca-
sos con paresia muscular, en 3 se vid implicado
el musculo antagonista y en otros 3 el musclo pa-
rético, lo que sugiere que el déficit de inervacion
también conduce a cambios en el musculo paré-
tico que aumentarian el riesgo de PITS. Adicio-
nalmente, describieron 5 casos en los cuales no
se afectd ni el musculo antagonista ni el parético,
sino el musculo sobre el que se estaba realizando
una cirugia de transposicion muscular.

Otros factores de riesgo potenciales identi-
ficados fueron el antecedente de traumatismo
con fractura orbitaria (1), radiacion (3), miopia
elevada, exotropia congénita, déficit de fija-
cion, miastenia gravis, osteogénesis imperfec-
ta, sindrome de Down, miopatia mitocondrial,
fibrosis congénita de musculos extraoculares,
inyeccion previa de toxina botulinica tipo A'y
antecedente de rubeola congénita (1).

Un importante factor de riesgo es la edad
avanzada. Greenwald (3) postulé que los cam-
bios relacionados con la edad en los musculos
extra-oculares podrian resultar en una disminu-
cion de la resistencia a la tension y facilitar su
rotura. Por su parte, en un estudio histologico
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llevado a cabo por Kowal et col (9) demostraron
la existencia de cambios atroficos relacionados
con el envejecimiento en 2 de los 3 pacientes
estudiados anatomo-patologicamente.

Segun los resultados de Ellis EM (6), encon-
traron una mayor proporcion de pacientes afec-
tados en el rango de edad comprendido entre
los 60 y 69 anos (30%), siendo en mas del 70%
de los casos en pacientes mayores de 50 afos.

Un segundo pico de incidencia se observo
en los pacientes menores de 10 afios (10%).
Por otro lado, la menor proporcion de pacien-
tes afectos fue reportada entre la segunda y la
tercera década de la vida. Estos hallazgos pue-
den ser debidos al aumento de la frecuencia en
la que son realizadas las cirugias de estrabismo
en poblacion joven en la actualidad, més que
directamente debidas a un aumento del riesgo
relativo atribuible a la edad.

El caso més joven reportado previamente
por Greenwald (3) se trataba de una mujer de
21 afios, en contraposicion con el caso mas jo-
ven del estudio de Ellis EM (6), en el que ocu-
rri6 en un nifio de 2 afios sin ningun otro factor
de riesgo de los anteriormente descritos.

Cabe destacar que en multiples pacientes del
estudio confluian dos o mas factores de riesgo,
sin embargo, hubo dos excepciones: un pacien-
te de 2 anos de edad en el que se realizo una re-
cesion de rectos medios y una mujer de 50 afios
durante una recesion del recto medial izquier-
do. Si bien en la ultima paciente podria atribuir-
se como principal factor de riesgo la edad, nin-
guno de ellos tenia otro factor local asociado.

Adicionalmente al estudio de los factores de
riesgo propios del paciente, se llevo a cabo un
estudio sobre el tipo de instrumental empleado
durante las cirugias en las que habia ocurrido
algin caso de PITS. En el estudio de Ellis EM
(6) se reportaron un 48% de casos con el uso
del gancho de Green, un 38% con el gancho de
Jameson, 10% con el gancho de Stevens y 5%
con el de Helveston.

El gancho de Green se caracteriza por tener
un reborde en la punta que podria influir en el
mayor nimero de casos descritos, sin embargo,
el gancho de Jameson, el segundo en frecuencia
tiene una terminacion suave y redondeada.
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De manera alternativa, simplemente la popu-
laridad de estos dos tipos de ganchos de estrabis-
mo puede ser la responsable de los casos reporta-
dos, en vez de ser debidos a una relacion causal.

Musculo implicado

El muasculo mas frecuentemente afectado se
trataba del recto medial (6), con un 45% de los
casos, seguido muy de cerca por el recto infe-
rior con un 43%. Se reportaron casos de afec-
tacion de todos los musculos extra-oculares a
excepcion del oblicuo superior.

Kowal et col (9) propusieron que las ca-
racteristicas anatomicas del recto inferior au-
mentarian el riesgo de producirse un PITS. La
insercion proximal de la cabeza muscular al
globo presenta un complejo sistema capsulo-
palpebral firmemente anclado al septum perior-
bitario. Este anclaje fijo de la cabeza muscular
favoreceria el aumento de tension entre las dos
inserciones durante la cirugia.

También es necesario tener en consideracion
que la posibilidad de encontrar un PITS es pro-
porcional a la frecuencia de intervencion de un
musculo extra-ocular, de manera que cuanto
mas frecuentemente se realice una cirugia de
estrabismo sobre un musculo en concreto, mas
probable sera encontrar publicados nuevos ca-
sos de PITS. Por ejemplo, la cirugia sobre el
musculo oblicuo superior es relativamente in-
frecuente comparado con la del resto de mus-
culos extra-oculares, motivo por el cual apenas
hay casos descritos en la literatura.

Se ha estudiado también el punto de la rotura
muscular. Greenwald (3) describié en su serie
de casos que el punto de rotura ocurria frecuen-
temente en la unién entre el musculo y su ten-
don, en vez de en la union entre el tendon y el
globo ocular. Por ello, postulé que la compleja
unidn anatémica entre el tendon y el musculo
podria ser el punto més vulnerable en la rotura
muscular.

Segun el estudio de Ellis EM (6), ésta ocu-
rria mas frecuentemente entre los 4-9 mms del
punto original de insercion, lo que abarcaba al
60% de los casos reportados en la serie. Esa es
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la distancia en la cual el tendon contacta con el
vientre muscular de los musculos rectos (10).

Sin embargo, no todos los casos reportados
se produjeron en el punto de uniéon musculo-
tendinosa. Hay dos casos reportados de rotura
del oblicuo inferior a los 7-9 mms de su in-
sercion, cuando la longitud del tendon de este
musculo es de tinicamente 1mm. En estos casos
presumiblemente la rotura tuvo lugar en la po-
lea del musculo.

De manera similar, el tinico caso de afectacion
del recto superior publicado por Ellis EM, se rom-
piod en el intervalo de 1-3 mms, cuando la longitud
del tendon es de aproximadamente 6 mms.

Estos datos sugieren que es posible la afec-
tacion de cualquier musculo extra-ocular y en
cualquier localizacion, aunque nos ponen en
aviso de un aumento del riesgo en determinados
musculos y en ciertas localizaciones anatomicas.

Manejo clinico

En el estudio de Ellis EM et col (6), el ex-
tremo proximal de la rotura muscular pudo ser
recuperado en 27 casos (68%), de los cuales en
26 fue anclado al globo ocular y sélo en 1 caso,
que afectaba al musculo recto inferior, se deci-
dié no ser suturado a esclera al tratarse de un
paciente con una hipotropia severa.

En 1 caso el muasculo no fue encontrado in-
mediatamente, sin embargo, fue posible su lo-
calizacidn y anclaje a esclera durante una rein-
tervencion al dia siguiente.

En los 12 casos restantes (30%), no fue po-
sible localizar la porcion proximal del vientre
muscular durante la intervencion, o no se consi-
guiod recuperar una adecuada porcion muscular
debido a la fragilidad del tejido. De ellos, en
6 casos se realizd una transposicion muscular
en el mismo acto quirurgico para compensar la
pérdida muscular, mientras que en otros 6 casos
se decidio realizar seguimiento.

Para la mayoria de casos reportados 31/40
(77,5%), no fue necesaria ninguna reinterven-
cion quirargica. Sin embargo, en 9 casos fue
preciso llevar a cabo una o mas cirugias adicio-
nales para corregir el desalineamiento ocular.
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Cuando ocurre un PITS, la exploracion debe
ser realizada cuidadosamente, con la ayuda de
un microscopio quirtrgico idealmente, para
evitar dafiar la cadpsula de Tenon y asi disminuir
el riesgo de desencadenar adherencias. En algu-
nos casos se ha descrito la imposibilidad de re-
cuperar el vientre muscular debido a su dificul-
tad en localizarlo o por ser demasiado friable.

El manejo adecuado en estos casos permane-
ce hasta el momento sin una respuesta clara. La
cirugia de transposicion muscular podria ser el
mejor resultado en términos de recuperar la mo-
tilidad, sin embargo, conlleva intrinsecamente
el riesgo de producir un sindrome de isquemia
del segmento anterior, especialmente en pa-
cientes ancianos. Ademas, la cirugia de trans-
posicion muscular puede dificultar una poste-
rior exploracidn y ajuste quirurgico.

MacEwen et col (1), ante un caso de PITS
desaconsejan realizar una cirugia de transposi-
cion muscular. Dunbar y Lueder (11) también
la desaconsejan, especialmente si se trata de
la rotura del musculo recto superior, del recto
medial o del recto lateral, ya que la cirugia de
transposicion de estos musculos requiere de la
desinsercion de dos musculos rectos adicio-
nales, lo que aumentaria exponencialmente el
riesgo de isquemia del segmento anterior (12).

Dunbar y Lueder (11) describen en su estu-
dio buenos resultados en la afectacion del recto
inferior al realizar una reseccion y transposi-
cion anterior del oblicuo inferior, convirtiendo
su accion principal en la de depresor del globo
ocular.

Por su parte, Wan y Hunter (7) sugieren que
la cirugia de transposicion muscular, en el caso
de que sea necesario, debe realizarse tras la re-
cuperacion postquirargica del paciente, ya que
el musculo retraido puede adherirse a la esclera
y conservar algin tipo de funcionalidad.

Otra alternativa a la transposicion muscular
consistiria en la recesion del antagonista ipsila-
teral, opcion reportada como satisfactoria por
MacEwen (1) y Chen J. (13), debido a su menor
agresividad.

Otros estudios, como el de Wallace (5) re-
portan buenos resultados incluso sin necesidad
de realizar una intervencion inmediata.
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Nuestra experiencia clinica en el H.
Gregorio Maraifion

Presentamos una serie de tres casos clinicos
diagnosticados de PITS, que ocurrieron a dos
cirujanas expertas a lo largo de mas de 25 afios
de ejercicio de la profesion.

De los tres casos, en dos de ellos el musculo
afectado fue el recto medio, mientras que en el
tercero el musculo implicado fue el oblicuo su-
perior. La edad de nuestros pacientes era de 80,
62 y 7 aios respectivamente, lo que coincide
con los datos publicados por Ellis EM (6) sobre
la elevada incidencia en pacientes ancianos, asi
como el pico de incidencia descrito en menores
de 10 afios. A nivel del andlisis del instrumental

Figura 1.

Figura 2.

Figura 3.



P. J.Mazagatos, P. Merino, G. Garcés,
M.A. Ordoéiiez, P. Gomez de Liano
Pulled-in-two Syndrome: caracteristicas y tratamiento

empleado, todas las cirugias se realizaron con
el gancho de Stevens

El primero de los casos tuvo lugar en una
paciente de 80 afios con multiples factores de
riesgo cardiovascular, diagnosticada de paresia
cronica de etiologia isquémica del VI nervio
craneal derecho. Se plane6 preoperatoriamen-
te realizar una retroinsercion del musculo recto
medio; sin embargo, durante la cirugia tuvo lu-
gar el PITS. Las imagenes 1,2 y 3 corresponden
al resultado post-quirurgico de la paciente.

El segundo caso ocurrié en una paciente de
62 anos con diagnostico de diplopia con endo-
tropia restrictiva secundaria a cerclaje por des-
prendimiento de retina. Como otros anteceden-
tes, la paciente presentaba ademds miopia no
magna. El PITS ocurrio en el transcurso de una
retroinsercion del muasculo recto medio.

En el tercer caso, se rompid el musculo obli-
cuo superior al realizar un afilamiento, en un pa-
ciente de 7 afios con diagnoéstico de sindrome de
Brown.

Para su resolucion, en los dos primeros casos
fue posible la localizacion de la porcién muscu-

Gancho de Jameson
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lar proximal y su anclaje a esclera, sin embargo,
en el tercero se produjo una paresia del oblicuo
superior y fueron necesarias dos reintervencio-
nes: recesion del oblicuo inferior y del recto su-
perior ipsilaterales.

En cuanto al instrumental empleado duran-
te la cirugia de estrabismo, en los tres casos se
utilizo el gancho de Stevens dado que es el mas
frecuentemente empleado en nuestro servicio.

Discusion

Como todo procedimiento quirurgico, la ci-
rugia de estrabismo conlleva una serie de ries-
gos y complicaciones. Las mas comunes suelen
ser a la vez las menos peligrosas: hiperemia
conjuntival, Dellen corneal, déficit o exceso de
cicatrizaciéon conjuntival, quistes... Normal-
mente se resuelven con un correcto tratamiento
conservador a lo largo del tiempo.

Sin embargo, las complicaciones mas infre-
cuentes como la endoftalmitis, la perforacion
ocular, la infeccion periocular, el sindrome de

Gancho de Stevens
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isquemia del segmento anterior o el Pulled-in-
two Syndrome pueden ser de gran importancia
y marcar el pronostico desde el propio acto qui-
rargico.

Para ello, en primer lugar, es muy importan-
te conocer todas las complicaciones que pue-
den ocurrir derivadas de la cirugia, ya que lo
que no se conoce es imposible que sea diagnos-
ticado. El PITS es una de esas entidades casi
desconocidas, se requieren de media 10 afos
de experiencia para encontrar un Unico caso,
pero a pesar de tratarse de una entidad muy
poco frecuente, es de vital importancia conocer
su etiologia, factores de riesgo y actitud intra-
operatoria. Por nuestro bien y por el de nuestro
paciente.

La prevencion es el primer paso a seguir,
debemos estar muy atentos y ser especialmente
cuidadosos en el transcurso de una cirugia en un
paciente con multiples factores de riesgo (edad
avanzada, paresia de nervio craneal, orbitopatia
tiroidea...) con el fin de evitar el PITS.

En el caso en el que desafortunadamente nos
encontremos frente a él, la actitud adecuada
consiste en no perder la calma e intentar loca-
lizar la porcién muscular proximal perdida con
el mayor cuidado posible. Si podemos recupe-
rarla, lo ideal seria anclarla a esclera o a la por-
ciéon muscular distal y continuar con la cirugia
programada.

Si por el contrario, nos es imposible recu-
perarla, debemos individualizar cada caso y
pensar en las posibles consecuencias de cada
uno de nuestros actos. Conocemos la posibili-
dad de realizar una cirugia transposicional, con
sus riesgos y complicaciones, realizar una rece-
sion del musculo antagonista, o, también esta
descrita y considerada como una opcién valida
la observacion y reintervencioén en un segundo
tiempo si se requiriese.

En conclusion, aunque el cirujano de estra-
bismo toma todo tipo de medidas para minimi-
zar la probabilidad de un error quirurgico o de
sus complicaciones, los riesgos no pueden ser
completamente eliminados. Por lo tanto, es im-
portante para el cirujano y para el paciente el
tener el conocimiento adecuado y adelantarse a
los riesgos durante la planificacion pre-quirtr-
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gica, el acto intra-quirtrgico y durante todo el
postoperatorio.
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