588

NOTAS CLINICAS

Sindrome de Frey: tres observaciones
clinicas con dos etiopatogenias diferentes

N. Carpintero Hurtado, C. Sainz Gomez, M. Garcia Carifiena y M#T. Virto Ruiz

Centro de Salud San Jorge. Pamplona. Espana.

El sindrome de Frey se caracteriza por episodios recu-
rrentes de enrojecimiento y sudoracion facial (mas fre-
cuente en adultos) causados por estimulos gustatorios y
limitados al territorio de inervacion del nervio auriculo-
temporal que, lesionado, se regenera de forma aberrante.
Relativamente comiin en adultos como complicacion de ci-
rugia parotidea, se ha descrito menos en la infancia tem-
prana como secuela de traumatismo facial perinatal por
parto asistido con forceps. Se presentan 3 casos clinicos
del mismo sindrome con dos etiopatogenias diferentes, en
2 nifios secundario a parto con forceps y en un adolescen-
te que aparecio tras ser intervenido de linfadenectomia
preauricular. Este sindrome mas descrito por alergélogos
y cirujanos maxilofaciales que por pediatras puede plan-
tear estudios de alergia alimentaria o imponer dietas de
exclusion innecesarias. No precisa tratamiento en la edad
pediatrica excepto un correcto diagndstico.

Palabras clave:
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dectomia. Forceps.

FREY’S SYNDROME: REPORT OF THREE CASES
WITH TWO DISTINCT ETIOPATHOGENESES

Frey’s syndrome is characterized by recurrent episodes
of facial gustatory flushing and sweating (most frequent in
adults) limited to the cutaneous distribution of the auricu-
lotemporal nerve which, when injured, shows abnor-
mal regeneration. The condition is relatively common in
adults following nerve injury in parotid surgery but has
rarely been reported in children as a sequel of perinatal
birth trauma resulting from forceps assisted delivery. We
report three patients with the same syndrome and two dif-
ferent causes. Two children had a history of forceps assist-
ed delivery and one adolescent had undergone preauricu-
lar lymphadenectomy. This syndrome, which has more
often been described by allergists and maxillofacial sur-
geons than by pediatricians, may pose problems of differ-
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ential diagnosis with food allergy, leading to unnecessary
exclusion diets. In the pediatric age group, Frey’s syn-
drome is self limiting and does not require therapy if the
diagnosis is correct.
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INTRODUCCION

Las primeras descripciones del sindrome de Frey datan
de 17571, cuando el cirujano francés Duphenix describio
la sudoracion facial secundaria a una laceracion de la
glandula parétida. La condicion fue luego discutida por
Baillarger en 1853, quien la atribuy6 a la obstruccién del
conducto de Stenon. La neurdloga Lucja Frey? en 1923
tuvo el mérito de implicar al nervio auriculotemporal en
la patogénesis del cuadro y de ahi que se conozca habi-
tualmente como sindrome de Frey.

El sindrome de Frey o sindrome auriculotemporal se
caracteriza por episodios recurrentes unilaterales de erite-
ma facial y sudoracion en la zona preauricular inervada
por el nervio auriculotemporal38 relacionados con la
masticacion de una amplia variedad de alimentos, aun-
que predominan los de mayor consistencia y acidos.

El motivo de este trabajo es presentar 3 pacientes con
las caracteristicas tipicas del sindrome de Frey.

OBSERVACIONES CLINICAS

Caso 1

Nino que presenta “desde siempre” en relacion con la
ingesta de alimentos de todo tipo, sobre todo acidos, eri-
tema facial de distribucion lineal desde la comisura hasta
el pabellon auricular derecho, de 30 min de duracion que
cede espontineamente. A los 5 anos y 2 meses de edad
fue estudiado en Alergologia. Las pruebas cutaneas a ali-
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mentos y Anisakis resultaron negativas. Una prueba de
provocacion tras masticacion de gominolas dcidas duran-
te 10 min reprodujo la sintomatologia referida (fig. 1).

No se recogen antecedentes de interés excepto que
preciso la utilizacion de forceps en el periodo expulsivo
del parto, sin presentar lesiones faciales posteriores al na-
cimiento.

Caso 2

Nifa de 12 meses de edad que coincidiendo con una
revision, los padres refieren que desde los primeros me-
ses de vida la nifia presenta en relacion con las tomas un
eritema facial en mejilla derecha desde el pabellon auri-
cular a la comisura bucal.

La nina es producto de un primer embarazo bien tole-
rado, presentacion cefilica y parto inducido por oligohi-
dramnios, que preciso forceps bajo anestesia epidural.
Como consecuencia del parto present6 fractura de clavi-
cula con paresia braquial derecha y cefalohematoma pa-
rietal izquierdo.

Caso 3

Varon de 16 anos al que se le practica una linfadenec-
tomia con incision desde la region preauricular hasta la
region laterocervical por debajo del angulo mandibular
derecho (fig. 2).

El estudio anatomopatologico mostrod una hiperplasia fo-
licular reactiva. Tras un espacio libre de sintomas de sema-
nas de duracion le observan que en relacion con la mastica-
cion y salivacion de los alimentos le aparecen unas gotitas
de sudor en la region parotidea de la mejilla derecha.

DiscusiON

El sindrome del nervio auriculotemporal hace referencia
a un cuadro relativamente frecuente en adultos tras dafno
quirargico o traumatismo en el area del nervio auriculo-
temporal, pero escasamente diagnosticado en ninos3.

Este sindrome se observa tras una lesion parotidea secun-
daria a infeccion, tumoracion, traumatismo, o mas frecuen-
temente tras semanas o meses de sufrir cirugia en la glandu-
la pardtida’. También se ha descrito después de una fractura
con luxacion del condilo de la articulacion temporomandi-
bular con lesion del nervio auriculotemporal®. La mayoria de
los casos descritos en los niflos son consecuencia de un
traumatismo durante el parto asistido con forceps®38,

Como mecanismo fisiopatogénico se ha propuesto que
las fibras parasimpaticas posganglionares secretomotoras
y vasodilatadoras del ganglio otico viajan con el nervio au-
riculotemporal y cuando este es seccionado o lesionado
se origina un proceso de regeneracion aberrante, las fibras
parasimpaticas se regeneran en direccion inadecuada y se
fusionan a las fibras simpaticas, por lo que ante el estimu-
lo de la masticacion en vez de la secrecion salivar media-
da por el parasimpdtico se produce eritema y sudoracion
en la piel secundarios a la estimulacion simpatica®.

Figura 1. Caso 1. Eritema facial de distribucion lineal
desde la comisura hasta el pabellon auricular
derecho.

yoir
Figura 2. Caso 3. Obsérvense las gotitas de sudor en la
region parotidea de la mejilla derecha.

Tras 2 min de iniciarse la masticacion se produce un
enrojecimiento de la region facial preauricular, que desa-
parece en 30 o 60 min. En el caso de los nifos no se pro-
duce ningln otro signo ni sintoma acompanante, y el
cuadro inicia al introducir la alimentacion solida a los
5 meses de edad. Sin embargo, en adultos puede seguir-
se de unas gotitas de sudor en la misma zona, y mas ra-
ramente hiperestesia, picor e incluso dolor.

El diagnostico es clinico y el tratamiento ineficaz. En el
caso de los ninos es un proceso benigno, que general-
mente involuciona de forma progresiva, por lo que el tra-
tamiento es innecesario.

En los casos 1y 2 la clinica se caracteriza por la apari-
cion recurrente y unilateral de eritema cutineo, desde la
comisura bucal hasta el drea temporal secundaria a es-
timulos gustatorios. Se han descrito casos excepcionales
de estimulacion tactil en adultos, de lo cual nosotros no
hemos sido testigos en nuestros pacientes®.
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En el caso 3 la clinica fue la sudoracion en el area pa-
rotidea, lo cual coincide con lo descrito en estudios pre-
vios en adultos, cuyo sintoma predominante es la sudo-
racion facial, mientras que en los nifos es el eritema.

Aunque el cuadro es generalmente unilateral en la bi-
bliografia se han descrito 3 casos que desarrollaron una
reaccion bilateral de etiologia congénita®.

Segun la literatura especializada la etiologia mas fre-
cuente en la infancia esta en relaciéon con el uso de for-
ceps debido a traumatismo en la region parotidea duran-
te el expulsivo (20 de 36 en la revision de Dizon?), pues
en el 56% de los casos de sindrome de Frey descritos se
objetivo el uso de forceps en el expulsivo. La utilizacion
de forceps para asistir el parto en nuestro medio es apro-
ximadamente del 7,5%. Sin embargo, este cuadro no se
desarrolla en el 100% de los pacientes que precisan for-
ceps. En los casos 1y 2 la historia del parto recogia el uso
de forceps durante el expulsivo, aunque en el primer
caso fue preciso volver a historiar a la madre porque este
dato no estaba recogido y se sospech6 de una posible
alergia alimentaria.

En adultos la principal etiologia del cuadro es la iatro-
genia posquirtirgica’, como ocurre en nuestro tercer caso,
en el que el sindrome es secundario a una linfadenecto-
mia preauricular.

El cuadro plantea diagnostico diferencial con la alergia
alimentaria®>19 pero el hecho de que se produzca con
numerosos alimentos entre los que no existe relacion cla-
ra, asi como la ausencia de otros sintomas de alergia
como prurito, urticaria, dolor abdominal, vomitos o dia-
rrea y el dato de que la presentacion habitual sea unila-
teral nos hace descartar el origen alérgico. Algunos auto-
res describen el sindrome bajo la apariencia de otitis
externa recurrente con la que también deberia pues ha-
cerse el diagnostico diferencialll.

Otro cuadro cuya fisiopatologia es similar a la del sin-
drome de Frey por regeneracion aberrante de las fibras
nerviosas de origen congénito es el llamado sindrome de
lagrimas de cocodrilo®, en el que un estimulo gustatorio
estimula lagrimeo unilateral.

Para llegar al diagnostico, ademas de la clinica nos pue-
de ayudar realizar una prueba de provocacion abierta
mediante masticacion’.

En adultos el diagnostico se confirma con la aplicacion
de solucion yodada en la mejilla, e ingestion de jugo de
limon para provocar la aparicion de sudor en la mejilla
del paciente”.

Asi como en adultos se han utilizado varias formas de
tratamiento (anticolinérgicos, antihistaminicos, toxina bo-
tulinica, radioterapia, cirugia)3>7, que principalmente ac-
than controlando la sudoracion, en nifos se trata de un
proceso benigno y generalmente autolimitado que no re-
quiere ningln tipo de tratamiento, esto lo apoya el se-
guimiento realizado a 14 nifnos en el tiempo, en 11 de
los cuales el cuadro fue autolimitado®.
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En nuestra opinion, se trata de un sindrome infradiag-
nosticado y probablemente mas prevalente en la infancia
por lesion secundaria a parto traumdtico de lo que se ha
publicado hasta ahora. En Espana se han publicado va-
rios casos en ninos!# 1,

Es necesario llegar a un diagnostico correcto para evitar
la realizacion de exploraciones complementarias innece-

sarias asi como dietas inadecuadas de exclusion alimen-
taria3310.16,
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