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RESUMEN

El tumor fibroso pleural solitario es una neoplasia poco comtn, frecuentemente silente, detectandose
como hallazgo casual en una radiografia de térax. El tratamiento de eleccién es la escisién quirtrgica
completa. Presentamos el caso de una paciente de 71 afios, que consulté a urgencias por disnea de esfu-
erzos como sintoma principal, progresiva con episodios de hipoglucemias de dos meses de evolucién;
ademas dolor pleuritico izquierdo asociado, detectindose en los estudios de imagen la presencia de masa

pleural izquierda.
© 2020 Los Autores. Publicado por Elsevier Espafia, S.L.U. Este es un articulo Open Access bajo la
licencia CC BY-NC-ND (http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/).
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Hypoglycaemia associated with solitary pleural fibroma. A case study

ABSTRACT

Solitary pleural fibrous tumour is a rare, often silent neoplasm, detected as an incidental finding on a
chest x-ray. The treatment of choice is complete surgical excision. We present the case of a 71-year-old
patient who attended the emergency department with progressive dyspnoea on exertion as her main
symptom, with episodes of hypoglycaemia of 2 months duration; in addition, associated left pleuritic

pain, with the presence of a left pleural mass detected on imaging studies.
© 2020 The Authors. Published by Elsevier Espaifia, S.L.U. This is an open access article under the CC
BY-NC-ND license (http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/).

Caso clinico

madrugada, con cifras alrededor de 40 mg/dL, sin otros sintomas
locales o sistémicos acompaifiantes.

Mujer de 71 afios, enfermera jubilada, exfumadora desde hacia
20 afos, sin enfermedad respiratoria previa conocida, que acu-
di6 a Urgencias con cuadro de disnea progresiva hasta hacerse de
pequeiios esfuerzos, y dolor pleuritico en hemitérax izquierdo de
unos dos meses de evolucién. Asimismo, referia hipoglucemias fre-
cuentes, intensas y sintomaticas, de predominio vespertino y en la
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Entre sus antecedentes personales destacaba hipotiroidismo
primario autoinmune en tratamiento con levotiroxina. No enfer-
medades metabdlicas conocidas ni tratamiento hipoglucemiante.
Al examen fisico la paciente mostraba buen estado general, afebril,
sin disnea en reposo, con SpO2 de 93% respirando aire ambiente.
La exploracién fisica del térax evidencié matidez a la percusién
e hipofonesis, sin ruidos patolégicos sobreafiadidos en hemit6-
rax izquierdo. El resto de examen fisico fue inexpresivo salvo por
la presencia de acropaquias en manos. Durante su hospitaliza-
cién se evidenciaron hipoglucemias recurrentes y sintomaticas, de
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Figura 1. Radiografia simple de térax. Opacificacién que ocupa dos tercios del hemi-
térax izquierdo (*).

predominio nocturno que mejoraban parcialmente con glucocorti-
coides y perfusién de glucosa.

Los estudios de laboratorio, incluyendo hemograma, funcién
renal, enzimas hepaticas, electrolitos, BNP (péptido natriurético
cerebral), pruebas de funcion tiroidea, IGF-1 (factor decrecimiento
insulinico-1) y gasometria venosa se encontraban en el rango de
referencia. No pudieron determinarse niveles de IGF-2 (factor de
crecimiento insulinico-2). En la radiografia de térax se observd
opacificacién que ocupaba dos tercios del hemitérax izquierdo,
con ligero desplazamiento contralateral de mediastino (fig. 1). La
ecografia toradcica revel6 areas de ecogenicidad heterogénea sin
evidencia de derrame pleural significativo. La tomografia axial com-
putarizada informé gran masa de origen extrapulmonar (pleural),
de captacién heterogénea e importante vascularizacion en su inte-
rior, de dimensiones aproximadas de 16 x 13 X 14 cm. Ocasionaba
desplazamiento mediastinico contralateral y ligera compresién
sobre la auricula izquierda, asi como atelectasia casi completa
de dicho pulmén. No se detectaron adenopatias mediastinicas de
tamafio significativo ni otras alteraciones pleuropulmonares de
interés (fig. 2). En la tomografia por emisién de positrones (PET)
no mostraba avidez por la FDG (fluorodesoxiglucosa). Se procedié
a biopsia con aguja gruesa guiada por tomografia axial computari-
zada (TAC).El estudio anatomopatoldgico de las muestras evidencié
neoplasia mesenquimal benigna constituida por una proliferacién
de células fusiformes sin atipia entremezcladas con estroma hia-
linizado. Las células neoplasicas se tifien desde el punto de vista
inmunohistoquimico con bcl-2, CD99 y CD34, con un indice prolife-
rativo medido con el ki-67 inferior al 10% de las células neoplasicas,

Figura 2. TAC de térax. Tumor fibroso pleural solitario (flecha blanca).

y negativas para p53. Diagnéstico anatomopatolégico compatible
con tumor fibroso solitario pleural (fig. 3). Tras exéresis quirargica
de la lesién, se constaté mejoria sintomadtica y de las hipogluce-
mias.

Discusion

El tumor fibroso solitario de pleura es una entidad poco fre-
cuente y que ha recibido diferentes denominaciones a lo largo
del tiempo como mesotelioma localizado, mesotelioma fibroso
benigno, fibroma benigno localizado, fibroma submesotelial, tumor
fibroso localizado y tumor fibroso solitario'2. Este tumor tiene su
origen en fibroblastos que derivan del mesénquima submesotelial?,
el tumor fibroso solitario pleural es un tumor infrecuente>, con
una incidencia del 12-30%, habiéndose recogido unos 800 casos
en la literatura® y no es infrecuente su asociacién con sindromes
paraneoplasicos como el sindrome de Pierre-Marie-Bamberg, en el
que se asocian tumor fibroso solitario de pleura y osteoartropatia
pulmonar hipertréfica debido a la produccién de factor de creci-
miento de hepatocitos® y, con mayor frecuencia, el sindrome de
Doege-Potter (hipoglucemia asociada a fibroma solitario de pleura).
Su patogenia parece debida a la produccién por parte de las célu-
las tumorales de proteinas conocidas como factor de crecimiento
insulin-like®, si bien en nuestra paciente la determinacién de una de
ellas (IGF-1) se encontré en concentraciones normales, es posible
que el tumor liberara cantidades elevadas de factor de crecimiento
insulin-like 2 (no determinado en nuestra paciente). Parece existir
una correlacién con el tamaiio tumoral, y asi lesiones mayores de
20 cm se asocian con mayor frecuencia a hipoglucemias por el alto
indice mitético’ y posiblemente por una mayor produccién de esta
proteina. Esta neoplasia se origina con mayor frecuencia en pleura
visceral (80% de casos), aunque también puede asentar en pleural
parietal, pulmén, mediastino o tejidos blandos y cuando tiene su
origen en pleura parietal suelen ser sésiles con mayor probabilidad
de recidiva®.

La paciente desarrollé hipoglucemias sintomaticas cada vez mas
frecuentes, de predominio vespertino y durante la madrugada que
mejoraron parcialmente al iniciar tratamiento con glucocorticoides
y rescates con suero glucosado al 50% con correccién completa tras
reseccion del tumor (fig. 4).

El tratamiento de esta enfermedad consiste en la extirpacion
radical del tumor’, lo que resuelve también el sindrome paraneo-
plasico asociado. No obstante, su comportamiento biolégico es un
tanto impredecible, con riesgo de degeneracién a malignidad (en
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Figura 3. A. Estudio inmunohistoquimico con expresién del CD34 (flecha), ttil a la hora de distinguirlo de otras neoplasias toracicas. B. Expresion de protooncogén Bcl-2

(flecha), expresado en neoplasias con mayor agresividad.
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Figura 4. Determinaciones de glucemias capilares.

torno a un 15%), y de recidiva local (aproximadamente en un 8% de
los casos), por lo que es importante el seguimiento estrecho tras su
exéresis para la deteccién precoz de la recurrencia o aparicién de
metastasis.

En nuestro caso y tal como se describe en la literatura, la
asociacién de hipoglucemia y masa pleural debe alertar sobre la
posibilidad de tumor fibroso solitario de pleura.
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