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La telorragia es infrecuente en la edad pediatrica y un signo de alarma en la edad adulta. Estos pacientes
seremiten a la consulta de Cirugfa para valorar intervenciones agresivas por laamenaza de la malignidad.
Sin embargo, su principal etiologia es la ectasia ductal mamaria, un proceso benigno y autorresolutivo.

Se presentan dos pacientes varones de 4y 5 meses con telorragia. Una vez realizadas la exploracion, la
ecografia y la citologia, se descarté un proceso maligno y se resolvié con manejo conservador en un
periodo de 12 meses. A continuacion, se realiza una revision de la literatura incluyendo los pacientes
pedidtricos (0-16 afios) con telorragia monosintomatica.

Encontramos un total de 59 casos publicados. Es mas frecuente en varones (1,5:1) y el 74% de los casos
ocurren en el primer afo de vida. En los estudios revisados se realizan diversas pruebas complementa-
rias (cultivo, citologfa, analitica hormonal) pero solo parece aportar informacion de utilidad la ecograffa,
que se encuentra alterada en un 69,2% de los pacientes. El abordaje terapéutico clasico ha sido la resec-
cion quirtrgica de la glandula mamaria, pero en la literatura mas reciente se ha demostrado que, ya que
se trata de una patologia limitada en el tiempo, el manejo conservador es el mas adecuado. Se reserva
|a cirugia para los casos con diagndstico dudoso o persistentes. La recidiva es infrecuente (9,8%).

Pese a ser un sintoma alarmante, la telorragia en lactantes debe de manejarse de forma conservadora
evitando las intervenciones quirdrgicas agresivas, que podrian condicionar secuelas posteriores.
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Abstract

Bloody nipple discharge: systematic literature review and case report

Nipple discharge in children is uncommon, whereas it is considered a warning sign in adulthood.
Hence these patients are referred to the Paediatric Surgeon to assess whether it is necessary to per-
form aggressive procedures to avoid the risk of malignancy. However, the most common ethology is
ductal ectasia, a benign and self-limited process.

We present two cases of a 4 and 5-month-old male patients with bloody nipple discharge. Once malig-
nancy was ruled out by physical examination, ultrasound and cytology, a conservative approach was
adopted and the symptoms disappeared over a period of 12 months. Then we conducted a systematic
review including pediatric patients (0-16 years) with monosymptomatic bloody nipple discharge.

We found a total of 59 cases published. It is more prevalent in male patients (1,5:1) and 74% present
before the age of 12 months. In the articles reviewed several tests are mentioned (secretion culture,
cytology, hormonal blood test) but only ultrasound provided useful information, showing altered re-
sults in 69.2% of the patients. The classical therapeutic approach was breast surgical resection but in
more recent reports ductal ectasia has been shown to be a self-limited pathology. Therefore, conserva-
tive treatment is now advocated while surgery is reserved for persistent symptoms or cases where
there is a diagnostic doubt. Relapse is infrequent (9.8%).

Despite of being a disturbing sign, bloody nipple discharge in infants should be managed conserva-
tively, avoiding aggressive surgical procedures that might cause permanent consequences.
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INTRODUCCION

La telorragia es un sintoma infrecuente en la edad
pediatrica. A diferencia de en los adultos, es excep-
cionalmente un signo de malignidad, siendo su
causa mas frecuente la ectasia ductal mamaria. El
objetivo de este trabajo es realizar una revision de
la literatura publicada respecto al tema, asi como
analizar los casos descritos hasta el momentoy los
presentados en nuestro centro.

MATERIAL Y METODOS

En primer lugar, se describen los casos presentados
en nuestro centro. Los familiares de ambos pacien-
tes firmaron los correspondientes consentimientos
informados para publicacion de informacion y
toma de fotos.

Posteriormente se realizé una busqueda en Pub-
Med en septiembre de 2019 con los términos
“bloody nipple discharge children”y “nipple secre-
tion children”. De los articulos encontrados, basan-
donos en el resumen, se seleccionaron aquellos
que presentaran al menos un paciente pediatrico
(0a 16 afios) con telorragia monosintomatica. Tras
su lectura se realizé una recogida de datos de los
pacientes incluyendo las siguientes caracteristi-
cas: sexo, edad, lateralidad, duracion previa a la
consulta, exploracién fisica en la primera consulta,
pruebas complementarias realizadas (analitica
hormonal, citologia de la secrecién, cultivo de la
secrecion y ecografia), tratamiento recibido, dura-
cion total del episodio y aparicién o no de recu-
rrencia (y su lateralidad, ipsi- o contralateral). Es-
tos datos se muestranen la Tabla 1 (eninformacién
complementaria asociada a este articulo).

Se realizd un analisis descriptivo utilizando el pro-
grama IBM SPSS Statistics version 22. Las variables
cualitativas vienen representadas en porcentajes.
Las variables cuantitativas se expresan en media
e intervalo de confianza del 95% o mediana y ran-
go intercuartilico. La comparativa entre variables
cualitativas se realiza mediante la prueba de chi
cuadrado, aplicando si fuese necesaria la correccion
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de Fisher y otorgando significacion estadistica a
una p menor o igual a 0,05.

CASOS DE NUESTRO CENTRO

Caso 1l

Lactante varén de 5 meses traido a la consulta por
telorragia unilateral derecha intermitente de un
mesy medio de evolucion no asociada a otra sinto-
matologia. El paciente no presenta antecedentes
familiares o personales de interés y se trata de un
lactante sano hasta el momento. La exploracion
fisica por aparatos es normal, incluyendo genita-
les masculinos de aspecto normal con testes en
bolsa. No se objetivan hallazgos patolégicos en las
mamas salvo secrecion serohematica no dolorosa
a la presion de la mama derecha, siendo ambas
mamas de tamano normal sin presencia de masas
o hipertrofia.

Ante la ausencia de otros hallazgos patolégicos en
la exploracién que sugieran alteracién endocrino-
l6gica, no se realiza analitica hormonal. Por el mis-
mo motivo, no se observan signos de patologia in-
fecciosa (fiebre, eritema, secrecién purulenta, etc.),
no se solicitan cultivos de la secrecion. Si se realiza
citologia de la secrecion de la mama derecha en la
que se describe un extendido de fondo hemorragi-
co con elementos inflamatorios y algunas células
espumosas sin observarse células atipicas (Fig. 1).
Asimismo, se solicita una ecografia mamaria (Fig. 2)
que objetiva imagenes compatibles con gineco-
mastia bilateral asimétrica mayor en el lado dere-
cho y discreta ectasia ductal derecha. Describe
imagenes hipoecogénicas de contorno lobulado en
region retroareolar de ambas mamas en relacion
con parénquima mamario. En la mama izquierda
de 6x4x3 mmy en la derecha de 11x4x9 mm.

Todos los hallazgos son compatibles con telorragia
debida a ectasia ductal mamaria, por lo que se de-
cide manejo expectante. El paciente es visto en
consultas a los 2, 3y 5 meses objetivandose reso-
lucion de los sintomas tras 12 meses sin producir-
se recidivas en el periodo de seguimiento.
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Figura 1. Citologia de secrecion mamaria. Se observa un fondo proteinaceo con células espumosas (flechas)

Caso 2

Lactante varén de 4 meses traido a la consulta por
telorragia unilateral derecha intermitente de una
semana de evolucion no asociada a otra sintoma-
tologia. El paciente no presenta antecedentes fa-
miliares o personales de interés y se trata de un
lactante sano hasta el momento. La exploracién
fisica por aparatos es normal, incluyendo genita-

%

les masculinos de aspecto normal con testes en
bolsa. No se objetivan hallazgos patoldgicos en las
mamas, ambas son de tamafio normal sin presen-
cia de masas o hipertrofia y no se produce secre-
cion hemorragica a la presion.

Aligual que el primer paciente, se solicitan citolo-
gia de la secrecion de ambas mamas y ecografia
mamaria. En la citologia se objetivan células epite-

Figura 2. Ecografia mamaria. A. Mama izquierda. B. Mama derecha. Ambas mamas muestran imagenes
hipoecogénicas retroareolares compatibles con ectasia ductal mamaria

D1 6.27 mm
D2 4.24 mm

B. RIGHT

B. RIGHT

D1 11.35 mm
D2 4.52mm

| BLRIGHT
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liales descamativas sin atipias bilaterales junto
con algunas células espumosas en la secrecion del
pezdn derecho. La ecografia mamaria muestra un
parénquima mamario normal bilateral sin image-
nes quisticas, de ginecomastia o dilatacion ductal.

De nuevo se maneja de forma conservadora. El pa-
ciente es visto en consultas al mes, a los 3y 4 me-
ses. En el seguimiento se objetiva en consultas se-
crecion bilateral. Resolucion completa de los
sintomas tras 9 meses sin producirse recidivas.

RESULTADOS

En total hay registrados en la literatura 61 casos
incluyendo los dos nuestros. Las caracteristicas de
los pacientes vienen reflejadas en la Tabla 1 (en in-
formacion complementaria asociada a este articu-
lo). La distribucién de sexos es de 24 mujeres (40%)
y 36 varones (60%), lo que supone una proporcion
1:1,5. La edad de los pacientes en el momento de
la primera consulta tiene una distribucion muy
asimétrica (Fig. 3) con una mediana de 6 meses
(4,0-14,25 meses). El 74,1% de los pacientes tienen
una presentacion durante el primer ano de vida.

La localizacion era unilateral en 42 pacientes
(68,9%) y bilateral en 19 (31,1%), dentro de los uni-
laterales 22 eran izquierdos (57,9%) y 16 derechos
(42,1%). La duracion media previa a la consulta era
de 2,2 semanas. Respecto a la exploracion fisica

Figura 3. Distribucion de edades en el momento de la

presentacién. En meses
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era normal en el 53,3% de los pacientes siendo los
hallazgos mas frecuentes en los pacientes con ex-
ploracién anormal la presencia de masas (16 pa-
cientes), hipertrofia mamaria (9 pacientes) y colo-
racién o tumoraciones equiméticas (3 pacientes).
Dos pacientes con masas en la exploracion presen-
taban ademas adenopatias axilares.

Respecto a las pruebas complementarias, se reali-
zaron: analitica hormonal en 32 pacientes siendo
anormal Unicamente en 3 de ellos (9,4%); cultivo
de la secrecion en 32 pacientes de los cuales tuvie-
ron crecimiento bacteriano 7 (21,9%), siempre de
microorganismos de la flora cutanea; ecografia
mamaria en 31 pacientes, siendo anormal en 27
(69,2%). Respecto a los resultados anormales de la
ecografia, por frecuencia se encontré: dilatacion
ductal en 17 pacientes (62,9%), quistes en 11 pa-
cientes (40,7%) y heterogeneidad en el tejido ma-
mario en dos pacientes (7,4%) siendo frecuentes
hallazgos multiples.

El manejo de los pacientes vari¢ desde la observa-
cion, la antibioterapia hasta la cirugia con extir-
pacion bien de ductos dilatados, quistes o la mas-
tectomia. Se eligio un manejo conservador en 42
pacientes (70%). Seis pacientes (10%) fueron tra-
tados con antibioterapia. Se optd por la cirugia en
12 pacientes (20%), tres de los cuales (los dos pa-
cientes de West et al.! y un paciente de Kitahara
et al.%) habian recibido previamente antibiotera-
pia sin haberse producido mejoria de la sintoma-
tologia. La duracion total media del proceso desde
inicio de la sintomatologia hasta la resolucién
completa (ya sea por curacion sin tratamiento o
con él) fue de 3,56 meses (2,65-4,47) con un rango
de entre una semanay 12 meses resolviéndose el
82% en un periodo de 6 meses. En la bibliografia
se han descrito seis casos (9,8%) de recidiva de la
patologia siendo esta ipsilateral en dos pacientes
(33,3%).

DISCUSION

La telorragia es un sintoma que se presenta de for-
ma infrecuente en la poblacion pediatrica y que
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genera intranquilidad debido a la asociacion en
adultos a patologia de naturaleza maligna. En adul-
tos la secrecion hemorragica unilateral por el pe-
zon es sintoma de un proceso malignoen un 5-15%
de los casos?. Sin embargo, en ninos no se han re-
gistrado casos de malignidad asociados a telorra-
gia monosintomatica. Las neoplasias malignas en
la mama son excepcionales en los ninos y general-
mente de naturaleza metastatica (rabdomiosarco-
ma, leucemia, linfomay neuroblastoma)®.

El primer registro en la literatura de esta patologia es
de Myers y Kaplan en 1956° que publican dos casos
de lactantes con telorragia unilateral asociada a
masa mamaria que fueron tratados con cirugia. Am-
bos presentaron en la anatomia patologica hallazgos
sugestivos de ectasia ductal mamaria. Desde enton-
ces se han registrado hasta 61 casos (incluyendo los
nuestros) de telorragia en la infancia, siendo la ecta-
sia ductal mamaria la causa mas frecuente de telo-
rragia intermitente atraumatica no dolorosa®®.

EPIDEMIOLOGIA

La ectasia ductal mamaria es una patologia propia
de mujeres en edad fértil o perimenopausi-
27911 (muy rara en varones) asociada a disba-
lances hormonales. En ninos, pese a tener una cli-
nica y pruebas complementarias iguales, se
considera que tiene una etiologia y fisiopatologia
distintas debido a su diferente epidemiologia. Tra-
dicionalmente se ha registrado una proporcion
mujeres:varones de 1:1,25"%* |a edad media

cas

de presentacion es de 14,3 meses en nuestra revi-
sion con un 74,1% de los pacientes menores de un
ano, por lo que en la poblacion pediatrica es una
patologia propia del lactante. Se trata de una pato-
logia predominantemente unilateral.

ETIOLOGIA, FISIOPATOLOGIA
Y DIAGNOSTICO DIFERENCIAL

Debido a estas diferencias se han postulado diver-
sas etiologias posibles: traumatica, manipulacion,
autoinmunidad, inflamatoria, hormonal, infeccio-
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sa, defecto congénito, entre otras”®131620 Res-

pecto a la causa hormonal se habla de origen ma-
terno por transmisiéon placentaria*®*?+%2, por la
lactancia o de origen en las propias hormonas del
paciente. La primera posibilidad parece descarta-
da debido a la aparicion tardia de los sintomas. En
cuanto a la relacion con la lactancia, se estudio la
asociacion comparando pacientes alimentados
con lactancia materna frente a los alimentados con
férmula artificial no encontrandose diferencias
significativas?®?3. Por ultimo, el disbalance de las
hormonas propias del paciente fuera de los limites
de la normalidad ajustados a edad no parece ser el
origen en si, ya que solo tres pacientes de la biblio-
grafia presentaban alteraciones hormonales'®242°,
El hecho de que el 74,1% de los pacientes tengan
una edad de presentacion inferior al afio sefialaria
mas a las teorias de defecto congénito o una rela-
cién con los distintos niveles hormonales (apropia-
dos a su edad) del lactante frente al resto de las
edades pediatricas. Independientemente de Ila
causa inicial, parece que la alteracién fisiopatold-
gica fundamental podria encontrarse en la infla-
macion crénica del estroma con oclusion secunda-
ria de los ductos, dilatacion de estos, formacion de
micropapilomas en el epitelio ductal y su ulcera-
cion de con sangrado que se exterioriza a través
del pezont31924,

CLINICA

Respecto a la clinica, el sintoma de presentacion
mas frecuente es |a telorragia uni- o bilateral indo-
lora encontrandose en frecuencia por detras la
masa indolora y aumento difuso del tamano ma-
mario’*. Ha de hacerse el diagnéstico diferencial
con otras patologias mamarias como la mastitis
(signos inflamatorios) y malformaciones vasculares
(complicadas o no)*>**. Otras causas de telorragia
en la infancia son papiloma intraductal, gineco-
mastia, mastitis cronica, procesos infecciosos,
quistes hemorragicos, hiperplasia epitelial mama-
ria, reacciones autoinmunes, hemofagocitosis, tu-
mor Phyllodes*”*6182¢ e incluso irritacion por teji-
dos de la ropa?’.
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PRUEBAS COMPLEMENTARIAS

En la literatura las pruebas complementarias mas
solicitadas han sido la analitica hormonal, el culti-
vo y la citologia de la secrecion y la ecografia ma-
maria.

Como se ha comentado previamente, solo se han
registrado tres casos de alteracion de los niveles
hormonales en la infancia, lo que hace pensar que,
en ausencia de signos o sintomas de alteracién en-
docrinolégica (incluyendo en este supuesto la gi-
necomastia), es posible que la analitica hormonal
no aporte ninguna informacién relevante al proce-
so diagnostico.

La toma de muestras de la secrecion del pezon es
dificil debido a la escasa cantidad de muestra que
se obtiene. El cultivo de esta tiene un rendimiento
muy bajo en ausencia de signos o sintomas infla-
matorios o infecciosos (fiebre, eritema, edema,
masa fluctuante). En la mayoria de los casos es ne-
gativo y en aquellos casos en los que se ha produ-
cido crecimiento bacteriano siempre ha sido de
flora cutanea, que se ha considerado contaminan-
te. En cuanto a la citologia de la secrecion, aporta
una informacion limitada y su mayor utilidad es la
de descartar la presencia de células atipicas que
indiquen malignidad. La citologia tipica del cuadro
es un extendido hemorragico con abundantes eri-
trocitos y la presencia variable de células inflama-
torias, epiteliales, espumosas y macréfagos carga-
dos de hemosiderina. Es por tanto una prueba
complementaria Util para rebajar la preocupacion
tanto familiar como del profesional, pero que no
parece imprescindible en el proceso diagndstico
(100% de citologias negativas).

Por ultimo, la ecografia mamaria si parece aportar
mas informacién. Aunque la imagen ecografica es
muy variable y puede ser normal, suele incluir le-
siones quisticas retroareolares y presencia de duc-
tos mamarios dilatados. Los quistes pueden ser
desde imagenes anecoicas simples a grandes es-
tructuras heterogéneas tabicadas y con contenido
ecogénico’** En muchos casos la ecografia es la
técnica que confirma el diagnostico, ya que la ima-
gen es muy sugestiva. Sin embargo, no debe de
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emitirse un diagnostico de ectasia ductal mama-
ria si se realiza una ecografia compatible en au-
sencia de clinica. No se recomiendan otras prue-
bas de radiodiagnostico como la mamografia, la
tomografia computarizada, la puncidn-aspiracion
con aguja fina (PAAF) u otras intervenciones inva-
sivas como la ductografia o la biopsia*&222829,

La ectasia ductal es una patologia que con el paso de
los afos se ha ido manejando de forma mas conser-
vadora, lo que condiciona que la informacion proce-
dente de la anatomia patoldgica es poco reciente. En
los limitados registros de anatomia patologica pro-
cedentes de piezas quirtrgicas>>21416182830 g0 h5
observado una ectasia de los ductos hasta los tu-
bulos colectores con un contenido eosindfilo en su
interior formado por células xantomatosas, macro-
fagos cargados de hemosiderina y agujas de coles-
terol. El epitelio ductal puede mostrar zonas de
proliferacién de tipo papilomatosa y zonas de ul-
ceracion (supuesto foco de la telorragia). En oca-
siones, mas que ductos dilatados se observan ma-
croscopicamente auténticos quistes de contenido
hemorragico. El tejido periductal suele mostrar un
infiltrado inflamatorio crénico formado por linfo-
citos y células plasmaticas con cierto grado de fi-
brosis.

MANEJO

Dentro de la literatura hemos encontrado tres ti-
pos de manejos iniciales: observacién, antibiote-
rapia o cirugia. No parece que haya criterios esta-
blecidos para decidirse por un manejo u otro.
Hemos analizado la relacion existente entre la
actitud quirdrgica o no respecto a diferentes ca-
racteristicas del paciente (uni-/bilateralidad, sexo,
exploracion fisica y ecografia) encontrandose uni-
camente diferencias estadisticamente significati-
vas entre aquellos pacientes con exploracién fisica
normal frente a aquellos que presentaban alguin
otro dato. Los primeros se manejaron quirurgica-
mente en un 6,3% de los casos frente a un 37% de
los segundos (p = 0,03). Aunque las otras diferen-
cias alcanzan valores estadisticamente significati-
vos, merece la pena recalcar la aparente tendencia
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a operar en menor medida a los pacientes con pre-
sentacion bilateral (11 frente al 23,8%), ya que
esto se ha considerado tradicionalmente un signo
de benignidad.

En la poblacién adulta, la ectasia ductal suele ma-
nejarse de forma quirlrgica, ya sea mediante esci-
sion local (habitualmente en mujeres) o mastecto-
mia (en varones)*®*8 En la poblacion pediatrica, la
cirugia como procedimiento de eleccion es visto
como un manejo demasiado agresivo, ya que cual-
quier procedimiento afectara al desarrollo mama-
rio futuro dejando secuelas estéticas, especial-
mente en ninas.

Los datos sobre la duracion del proceso que aporta
la literatura parecen senalar que la ectasia ductal
en la infancia es un proceso de caracteristicas be-
nignas y que tiende a la resolucién a medio plazo
sin tratamiento. La duracion media registrada en
esta revision es de 3,24 meses. Hoy en dia existe
un consenso de la mayoria de autores sobre |a ido-
neidad del manejo conservador con observacion
en sucesivas consultas®91:13:14.2022.23.3132 Byran-
te el seguimiento no existen pautas concretas sal-
vo evitar la manipulaciéon de la mama (estimula-
cién, compresiéon, masajes), ya que aumentan la
ulceracion del epitelio y pueden contribuir a la co-
lonizacion bacteriana ademas de perpetuar la sin-
tomatologia®*®.

El tratamiento con antibidtico se ha manejado
de manera inconsistente en la literatura. Ninguno de
los pacientes de la rama de tratamiento antibidti-
co tenia signos o sintomas infecciosos. La informa-
cion disponible en la literatura (Tabla 1, en infor-
macién complementaria asociada a este articulo)
parece sugerir que es poco probable que la etiolo-
gia del proceso sea bacteriana y que, por tanto,
carece de sentido la instauracion de un tratamien-
to antimicrobiano, siempre y cuando no se presen-
te con sintomas o signos que sefalen infeccion.

Respecto a la cirugia, la mayoria de autores la pro-
ponen como tratamiento de segunda linea ante la
persistencia de sintomatologia o crecimiento de
masas//311121516203233 i hian no establecen una
duracion minima del manejo conservador, des-
pués del cual se indicaria la cirugia. También se
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sugiere como tratamiento de primera eleccion en
el caso de nddulos en la exploracion fisica o la eco-
grafia®®, alteraciones ecograficas distintas de la
ectasia ductal®**%32 o resultados dudosos de ma-
lignidad en citologia o ecografia®*>?°, Una vez
decidida una actitud quirdrgica, todos abogan por
la conservacién de tejido mamario en nifias reali-
zandose escisiones selectivas de los ductos dilata-
dos?. Respecto a los nifios se comenta en menor
medida, pero suele optarse por mastectomias
subcutaneas.

Alo largo de los afios, seglin se ha ido establecien-
do la naturaleza benignay autorresolutiva del pro-
ceso, los profesionales han cambiado su actitud
desde una eminentemente quirdrgica en los pri-
meros casos hasta la situacion actual en la que se
observan muy pocos casos que hayan requerido
cirugia (el ultimo en 2014 de Jung, et al.**) ya que
se han manejado con observacion.

CONCLUSION

La telorragia es una entidad infrecuente en la edad
pediatrica que suele darse en menores de un ano. La
causa mas frecuente es la ectasia ductal mamaria.

Ante la ausencia de datos de alteraciones endocri-
nolégicas en la anamnesis o en la exploracion fisi-
ca, no aporta ningun beneficio la analitica hormo-
nal. De la misma manera, el cultivo raramente
aporta resultados relevantes, por lo que se trata de
una prueba futil para alterar el manejo salvo sig-
nos o sintomas infecciosos. La citologia tnicamen-
te descarta malignidad sin aportar datos directa-
mente diagnodsticos de ectasia ductal. La prueba
complementaria de eleccion es la ecografia, que
resulta anormal en mas de la mitad de los casos.

Respecto al manejo, al ser la ectasia ductal una pa-
tologia de naturaleza benignay autorresolutiva en
un periodo inferior a 10 meses, el manejo mas
adecuado es la observacion evitando procedimien-
tos invasivos. No parece justificado el abordaje
quirurgico salvo sospecha de malignidad o persis-
tencia de la clinica a largo plazo.
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