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Resumen.—La afectacion del raquis en la enfermedad
Osea de Paget (EOP) es frecuente. La compresion o afecta
cion medular es excepcional, pero constituye una de las
complicaciones mas graves. Se presenta el de un varon
de 57 ahos que, tras seis ahos de evolucion de su EOR inicia
cuadro de debilidad lentamente progresiva en miembros in-
feriores, siendo diagnosticado de mielorradiculopatia dorsal
de origen pagético. Cuando ingreso en la sala de Rehabili-
tacion la marcha resultaba imposible y se habia descartado
ciruga descompresiva. Se detect6é importante actividad re-
absortiva 6sea con fosfatasas alcalinas de 3018 Ul (98-279),
por lo que se inici6 pauta de clodronato intravenoso du-
rante cinco dias seguido de clodronato oral, observandose
recuperacion progresiva de la movilidad de miembros infe-
riores y alcanzandose a los tres meses del inicio del trata-
miento farmacologico Y fisioterapico un radio de marcha de
50 metros con descenso de la cifra de fosfatasas alcalinas a
1/3 de los valores iniciales

B desarrollo de inhibidores especificos de la resorcion
6sea ha conseguido modificar el curso de la EOP y consti-
tuyen el tratamiento de eleccion cuando aparecen compli-
caciones neurologicas. La mejoria rapida con el tratamiento
conservador orienta hacia una patogenia vascular, consi-
guiéndose una redistribucion del flujo sanguineo desde las
vértebras paggticas hiperactivas hacia la médula y eliminan-
dose el fendmeno de isquemia medular previo. La evolucion
del paciente concuerda con la de otros casos publicados,
haciendo innecesaria la cirugia, que se reserva para casos en
los que los sintomas neurolégicos tienen un comienzo
agudo o fracasa el tratamiento conservador.
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TREATMENT OF ONE CASE OF PAGETIC
PARAPLEGIA WITH CLODRONATE AND
CALCITONIN

Summary. —Rachis involvement in Paget’s bone disea-
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se (PBD) is frequent. Spinal cord compression or involve-
ment is rare, but is one of the most serious complications.
A case of a 57 year old male is presented. After 6 years of
development of his PBD, a picture of dowly progressive we-
akness in the lower limbs began and the patient was diag-
nosed of Pagetic dorsal myeloradiculopathy. W hen he was
admitted to the Rehabilitation ward, gait was impossible and
decompression surgery had been discarded. Significant
bone resorption activity with alkaline phosphatases of 3018
U (98-279) was detected so that it was decided to initiate
a regme of intravenous clodronate for 5 days, followed by
ora clodronate. Progressive recovery of the lower limb
movement was observed and a walking radius of 50 meters
with a decrease in the akaline phosphatase at 1/3 of the ini-
tial values was reached at 3 months of initiating drug treat-
ment and physiotherapy.

The development of specific bone resorption inhibitors
has succeeded in modifying the PBD course and it isthe tre-
atment of choice when neurological complications appear.
The rapid improvement with conservative treatment
orients towards a vascular pathogeny, obtaining a redistri-
bution of the blood flow from the hyperactive Pagetic ver-
tebrae towards the spinal cord and eliminating the previous
spinal cord ischemia phenomenon. The course of the pa-
tient is in accordance with that of other cases published,
making surgery unnecessary. This is reserved for cases in
which the onset of the neurological symptoms is acute or
when conservation treatment has failed.

Key words: Paget. Paraplegia. Biphosphonates Cal-
citonin.

INTRODUCCION

La afectacion del raquis en la enfermedad osea de
Paget (EOP) es frecuente (1). La afectacion medular
es excepcional, pero constituye la complicacion mas
gae. Su localizacion es preferentemente dorsal
media, debido a la estrechez del canal raquideo a ese
nivel (2). Presentamos un caso de mielopatia en el que
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se objetivd una excelente respuesta clinica y bioqui-
mica al tratamiento médico con bifosfonatos de se-
gunda generacion y calcitonina

CASO CLIiNICO

Varén de 57 afios que acudio al Servicio de Reha
bilitacion, remitido por su médico de familia, en marzo
de 1999 por presentar un cuadro de paraparesia, pre-
cisando desde agpsto de 1998 silla de ruedas Seis
anos antes habia sido diagnosticado casualmente de
EOR sin que recibiera tratamiento por permanecer
asintomdtico. Referia desde hacia dos afios un cuadro
de pérdida de fuerza lentamente progresiva en miem-
bros inferiores (MMII), por el que habia sido estudia-
do en 1997, sendo diagnosticado de mielorradiculo-
patia L4-S1 bilateral por estenosis de canal dorso lum-
bar de origen paggtico. La ciruga descompresiva fue
contraindicada por la extension de la enfermedad.

En la exploracion clinica al ingreso resaltaba espas-
ticidad de MMII con clonus agotable en miembro in-
ferior izquierdo, reflejo cutaneo plantar extensor bila-
teramente, reflejos osteotendinosos presentes no
era evidente un nivel sensitivo, observandose hipoes:
tesia superficial y profunda en territorios L4, L5 y Si
a nivel bilateral y abolicion de la sensibilidad vibrato-
riay artrocinética No habia alteracion esfinteriana. La
movilidad voluntaria estaba conservada en miembros
superiores; en MMII la funcién motora residual no re-
sultaba funcional por el trastorno sensitivo siendo im-
posible la bipedestacion y la marcha H Indice de Bart-
hel era de 40. B paciente precisaba silla de ruedas y
no conseguia redlizar las transferencias sin ayuda. Se
adaptaron bitutores largos que le permitian bipedes-
tacion y marcha con andador en trayectos cortos.

En el estudio radiologico y gamagrafico se apreciaba
una afectacion poliostotica (cervical, dorsa, lumbar, s
croiliacas, sacro, pelvis, 1/2 proximal de fémur derecho,
escipula y hiumero derechos costillas 102 112y 123).
La resonancia magnética de columna dorso lumbar de-
mostraba cambios de intensidad de sefia en los somas
vertebrales con pérdidas de atura en la porcion central
de los mismos En columna dorsa existia una estenosis
de cand ¢enerdizada, mas patente en los niveles D10,
D11 yD12 en los que existia un abombamiento del
muro posterior vertebral (Fig 1). La resonancia magné-
tica cervica mostraba un estrechamiento segmentario
a nivel de la 32 y 5.2 vértebras por retropulsion del
muro posterior, sin cambios en la morfologia medular.
La posibilidad de evolucion de las complicaciones neu
rologicas y un indice de actividad elevado con fosfatasas
dcdlinas (FA) de 3018 Ul (98-279) nos llevo a consuitar
con el Servicio de Reumatologia que indico tratamien-
to con clodronato intravenoso (300 mg/dia diluidos en
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FAg 1.—Imagen de Resonanda Magnetica Dorsal donde s
absenan, a nivel de las vériebras pageticas estenosis de canal
y midkaaiad

500 ml de suero fisioldgico en infusion continua de seis
horas durante cinco dias), seguido de clodronato ora
(800 mg/dia en dos tomas). H tratamiento tuvo que ser
suspendido a la ssmana debido a los efectos secunda
rios (dispepsia, anorexia) y a la complicacion con una
enfermedad respiratoria intercurrente; pese aello el pa-
ciente obtuvo mejoria pudiendo deambular a alta unos
10 metros con bitutor largo en el miembro inferior de-
recho y con andador.

En visita de control un mes mas tarde es ingresado
en el Servicio de Reumatologia, reiniciandose trata-
miento con clodronato oral (800 mg/dia), calcitonina
de salmon nasal (200 Ul/dia), 1-a-25-dihidroxicolecal-
ciferol (0,25 mcg), 500 mg de calcio elemento y ome-
prazol (20 mg/dia), asi como una pauta de tratamien-
to fisioterapico. Durante la 2.2 ssmana de tratamiento
fue evidente la recuperacion de movilidad en MMII, lo-
grando levantarse de una silla sin ayuda y mantenien-
do bipedestacion sin gparatos. Durante la 3.2 semana,
el paciente habia logrado dar unos pasos con andador
y después del 3.°" mes era capaz de desplazarse 50
metros con andador y vencer resistencia con todos
los grupos musculares de MMII. H radio de marcha es-
taba limitado por claudicacion o fatigabilidad. La evo-
lucion de los parametros bioldgicos fue paralela a la
mejoria clinica y s muestra en la figura 2. Actual-
mente lleva 12 meses de tratamiento, con buena to-
lerancia y estabilizacion de la mejoria clinica
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(FA: Fosfatasas alcdlinas).

Fg 2—FEwdlucion de los parametros bidldgicos y funcionales

DISCUSION

La posibilidad de compresion medular en el curso
de la BEOP es excepcional, pero constituye la compli-
cacion mas grave. Qu localizacion es preferentemente
cervical y dorsal media (1). Clinicamente se trata de
una pargparesia de instauracion progresiva, que puede
acompanarse de un sindrome lesional discreto con
dolores costales o en cinturén, trastornos sensitivos
leves y trastornos esfinterianos tardios (2-4). Cuando
se sospecha, la tomografia axial o la resonancia mag
nética tienen una indicacion preferente (2), ya que
permiten precisar la localizacion, extension y elemen-
tos anatémicos responsables de la compresion. Varios
mecanismos parecen asociarse en la ¢génesis de la al-
teracion medular : la estenosis del canal central y late-
ral por ensanchamiento de las vértebrasy pagetizacion
del ligamento amerillo, el edema de partes blandas, la dis-
tension de los vasos epidurales debido a la actividad de
la EOP y un fenomeno de isquemia medular resultante
de la compresion parcia de las arterias nutrientes y/o
de un robo vascular por las atas necesidades de vas-
cularizacion del hueso paggtico (1, 2, 4-8). Hadiji-
paviou y Lander (1) citan otras causas como fractura
vertebral, subluxacion C1-C2 e impresion basilar.

La mejoria rapida con tratamiento médico es un
elemento a favor de la patogenia vascular (2 7, 8), lo-
grandose una redistribucion del flujo sanguineo hacia
la médula. La mejoria ocurre dias o ssmanas d%pues
del inicio del tratamiento médico y no necesariamen-
te se asocia con cambios en el diametro del canal ra-
quideo (2, 5, 6-8).

H desarrollo de inhibidores especificos de la resor-
cion Gsea (calcitonina, difosfonatos y mitramicina) ha
revolucionado el tratamiento de la EOP en los titimos
20 afos (7). Los primeros resultados de tratamiento

Rehabilitacién (Madr) 2001:35(3):186-189

de paraplegias pagéticas con difosfonatos fueron pre-
sentados por Alexandre et al (4), que trataron con
éxito tres pacientes con etidronato y un paciente con
clodronato.

Los difosfonatos siguen siendo el farmaco de eleccion
en laEOPYy en la complicacion medular secundaria (9-
11), observandose una respuesta clinica favorable
hasta en el 90% de los pacientes (7). Resulta aconse-
jable tratar también a los pacientes asintomaticos
cuando se detecte afectacion de craneo y/o vértebras,
ya que existe evidencia de que el tratamiento mejora
la histologia 6sea y reduce las complicaciones a largo
plazo (4, 6).

B clodronato es un derivado de segunda genera-
cion, con un efecto 10 veces superior a etidronato y
se ha utilizado tanto por via oral (a dosis entre 800 y
1.600 mg/dia) como intravenosa (10, 12, 13). Puede
ser Util la terapia combinada con calcitonina (5, 6), y
se debe afiadir 1 g de calcio elemento y 800 Ul/dia de
vitamina D2, para prevenir un hiperparatiroidismo se-
cundario (11).

La reduccion de actividad s mantiene meses o
anos después de la interrupcion del tratamiento (7, 8,
11). Las remisiones mas largas se consiguen con dosis
de 1.600 mg/dia durante seis meses (12, 14) y en los
casos en que las FA retornan a un valor normal, lo
cual no suele suceder en los casos de Paget poliosto-
tico (8, 14).

La mejoria clinica se correlaciona con el descen-
so de los parametros bioldgicos de recambio 6seo,
siendo especialmente Util la determinacion de las FA
(8). Tipicamente los valores de FA e hidroxiaproli-
nuria se reducen al 50% de los valores pretrata-
miento y alcanzan una meseta aproximadamente a
los tres meses (6, 11).

La evolucion concuerda con casos publicados pre-
viamente (3-5, 7), lograndose una recuperacion fun-
cional de la paraplejia Unicamente con tratamiento
farmacologico y fisioterapia a pesar del tiempo trans-
currido desde el inicio de los sintomas. Persisten sin-
tomas de fatigabilidad en MMII por claudicacion me-
dular intermitente, descritos frecuentemente en
estos pacientes (3, 9). No se ha considerado opor-
tuno interrumpir el tratamiento porque se ha ob-
servado un descenso de FA en el ultimo control rea-
lizado a los ocho meses, manteniéndose la dosis mi-
nima recomendada por ser mejor tolerada

La bibliografia sugiere que los bifosfonatos de se-
gunda y tercera generacion son el tratamiento de elec-
cion en las compresiones medulares paggticas (4-7,
11), reservandose el tratamiento quirtrgico para los
casos con sintomas neurologicos de comienzo agudo
0 en los que fracasa el tratamiento conservador a los
tres meses (2, 7).
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