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RESUMEN

LITIASIS OSEA: PATOLOGIA EXCEPCIONAL

La Litiasis 6sea constituye una entidad excepcional de escaso impacto en la literatura meédi-
ca. Su origen asienta sobre la metaplasia 6sea del urotelio y conjuntivo subyacente. Su diagnos-
tico requiere un alto indice se sospecha donde los signos radiolégicos y la resistencia a la litotri-
cia extracorporea pueden orientar sobre ésta rara patologia. No obstante, el diagnostico de certe-
za lo establece el estudio histolégico.

Presentamos un paciente de 49 anos con uropatia obstructiva izquierda secundaria a litiasis
ureteral lumbar alta que precis6 ureterolitectomia y reseccion segmentaria del uréter tras fraca-
so de la litotricia extracorpérea. El diagnéstico derivé del estudio histolégico confirmando la pre-
sencia de litiasis 6sea y metaplasia escamosa. Revisamos aspectos epidemiolégicos, diagnosticos
y terapéuticos en la literatura. El tratamiento de la litiasis 6sea requiere la reseccion del calculo
y del urotelio subyacente en aras a prevenir la recidiva de la misma. De igual modo, la posible
asociacion a degeneracion tumoral nos sugiere un adecuado control evolutivo.

PALABRAS CLAVE: Litiasis 6sea. Metaplasia 6sea.

ABSTRACT

BONE LITHIASIS: UNCOMMON PATHOLOGY”

Bone lithiasis is an uncommon disease unfrequent reported in the literature. Its origin is sup-
ported on urothelium and conjuctive tissue bone metaplasia. High suspiccius index is needed to
establish its diagnosis; where radilogical signs and extracorporeal lithotripsy resistence drive to
these uncommon entity. Definitive diagnosis is based on hystological exam.

We report a 49-years-old patient with left obstructive uropathy due to a high ureteral lumbar
lithiasis who precised ureterolithectomy and parcial ureterectomy after extracorporeal litotripsy
failure. Hystologycal exam confirmed bone lithiasis and scamous metaplasia. Epidemyologic,
diagnostic and therapeutical aspects are briefly reviewed in literature. Bone calculous treatment
include lithectomy and urothelium resection to avoid posterior recurrence. Posible association to
tumoral transformation suggest close evolutive follow-up.

KEY WORDS: Bone lithiasis. Bone metaplasia.
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a presencia de tejido 6seo en el aparato urina-
io aunque infrecuente, ha sido referida en la
literatura médica. La litiasis 6sea viene definida
por la agregacion cristalina que ocurre sobre un
foco de metaplasia 6sea del urotelio o conjuntivo
subyacente!*. Su incidencia oscila entre 0,28 y el
1,16% del conjunto de litiasis®®. No obstante, su
diagnostico es subestimado por no estar los urolo-
gos "familiarizados" con esta entidad. De manera
adicional el advenimiento de la LEOC como moda-
lidad terapéutica aplicable al 90% de las litiasis,
ha permitido la resolucion de estas sin poder cono-
cer la historia natural evolutiva del calculo al no
poder conocer la composicion del nucleo sino de
los fragmentos expulsados resultantes de la litotri-
cia. Por ello, se requiere un alto indice de sospecha
para orientar el diagnéstico de la litiasis 6sea y
arbitrar su adecuado tratamiento.

La capacidad osteogénica del urotelio es cono-
cida desde hace mucho tiempo. Las osificaciones
renales descritas en ausencia de litiasis, se origi-
nan en focos con la constante participacion del
urotelio de los calices y pelvis renal’. La primera
referencia de una litiasis 6sea se atribuye, hasta
fechas recientes a Phemister, quién describe 3
calculos renales en dos pacientes en 19238. No
obstante, actuales investigaciones atribuyen a JB
Trehet esta primicia por su descripcién de un cal-
culo renal con puntos éseos en 1812, pasando a
ser el primer autor en describir una litiasis 6sea®.
La primera referencia de calculo 6seo a nivel vesi-
cal fue descrita por Cifuentes en un estudio
retrospectivo del analisis de 828 calculos recogi-
dos entre 1913 y 197312, De igual modo, Sharp y
Houstet describen piedras enquistadas y adhe-
rentes a la vejiga como un hueso "careado". De
manera adicional, han sido descritas litiasis
o6seas a nivel ureteral como el caso que nos
ocupa® 1011,

CASO CLINICO

Presentamos un paciente de 49 anos de edad
con antecedentes personales de salmonelosis y
trombopenia familiar, remitido a nuestra Unidad
de Litotricia por hallazgo casual en estudio radio-
logico de litiasis ureteral lumbar izquierda. El
estudio ecografico objetivo la presencia de urete-
ropielocaliectasia izquierda grado II-III y parén-
quima parcialmente conservado con un espesor

variable de 1,6 a 2,2 cms. La urografia intraveno-
sa constatoé la severa dilatacion pielocalicial
secundaria a uropatia obstructiva incompleta por
litiasis de 2 x 1,5 cm a nivel ureteral lumbar L3
con densidad inhomogénea y area hipodensa
excéntrica periférica; asi como pequenos calculos
en grupo caliciliar inferior (Figs. 1y 2). El estudio
analitico aportado reflej6 una insuficiencia renal
con creatinina plasmatica de 2,4 mg/dl y trom-
bopenia (97.000 plaquetas/ml).

Se realiz6 Litrotricia extracorporea mediante
Litotriptor Dornier Compact Delta previo posicio-
namiento de nefrostomia percutanea ecodirigida.
En el control radiolégico post-LEOC a la semana,
se objetivé fragmentacion y calle litiasica a nivel
pelviano y lumbar alto (Fig. 3). Dada la eficacia
fragmentadora se practicé una segunda sesion de
LEOC permitiendo la reduccion del volumen litia-

FIGURA 1. Urografia intravenosa: severa ureteropieloca-
liectasia izquierda secundaria a uropatia obstructiva
incompleta por litiasis a nivel ureteral lumbar L3.
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FIGURA 2. Rx simple aparato urinario: cdlculo ureteral
lumbar alto, de 2 x 1,5 cm, de densidad inhomogénea y
drea hipodensa excéntrica periférica medial.

sico y la posterior expulsién de los calculos frag-
mentados tras oclusién de la nefrostomia. En pie-
lografia anterégrada, se confirmé la permeabili-
dad de la via urinaria y la extraordinaria firmeza
del fragmento residual a la pared urotelial. La
creatinina plasmatica se normalizé en cifras de
1,13 mg/dl tras el episodio obstructivo agudo.
Los fragmentos expulsados y analizados presen-
taron una composicion mixta de oxalato calcico
monohidrato y fosfato calcico. Animados por los
resultados, realizamos una tercera sesion de lito-
tricia extracorpérea que result6 completamente
infructuosa.

Dada la ineficacia de la LEOC en resolver el
fragmento residual, la extremada fijeza de la
litiasis a la pared ureteral y bajo la sospecha de
litiasis adherida al urotelio, se ofrecié cirugia
abierta o endoscépica (ureterolitectomia percu-
tanea). Se realiz6 ureterolitectomia y reseccion

473

segmentaria del uréter lumbar con ureteropielo-
plastia desmembrada sobre catéter ureteral
doble J, asi como extraccion de los fragmentos
residuales alojados en caliz inferior. El postope-
ratorio transcurrié sin incidencias retirando el
tutor ureteral a las 6 semanas. El resultado his-
tolégico reportd la presencia de una formacion
calculosa pardo-oscura de 1 cm de diametro
intimamente adherida a la mucosa sobre area
excavada en la pared ureteral. La union pielou-
reteral presentaba un foco de ulceraciéon con
acumulo de material cristaloide y reaccion
gigantocelular a cuerpo extrafno, asi como areas
de metaplasia escamosa. El calculo presentaba
una zona central de tejido 6seo con trabeculas
gruesas y espacios medulares con abundantes
vasos y fibrosis irregular compatible con litiasis
osea (Figs. 4y 5).

FIGURA 3. Fragmentacion post-ESWL y calle litidasica ure-
teral pelviana de la porcion cristalina del cdlculo, con
persistencia litidasica lumbar alta.
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DISCUSION

La aparicion de tejido 6seo en 6rganos que en
condiciones normales no lo presenta es frecuen-
te; asi se ha descrito hueso ectépico en aparato
digestivo, traquea, sistema genitourinario, pare-
des arteriales, ojos, musculos y tendones. Este
fenomeno de metaplasia 6sea, definida como la
sustitucion adaptativa de una célula adulta
diferenciada por otra célula adulta (osteocitos,
osteoblastos y osteoclastos) suele acontecer en
cé€lulas epiteliales y del tejido conectivo. El pro-
ceso, similar a la osificacién intramembranosa,
requiere un estimulo regenerativo inductor
similar al que acontece en un proceso de cica-
trizacion tras una lesion en tejidos blandos,
donde puede aparecer una zona 6sea en la
lesion, fruto de la metaplasia de fibroblastos a
osteoblastos.

Han sido diversos autores los que han mos-
trado inquietud sobre la litogénesis o6sea. Se
esgrimen diversas teorias etiopatogénicas sin
poder definir en la actualidad la causa o causas
que expliquen su aparicion. Asi se citan diversos
estudios experimentales que pretenden arrojar
informacién sobre su origen. Al parecer diversos
tipos de tejido conjuntivo tiene potencialidades
osteogénicas latentes que se manifiestan rara-
mente. Esta conclusion viene avalada por la pro-
duccion experimental de metaplasia 6sea tras la
ligadura de las arterias y venas renales!'213y des-
pués de una variedad de manipulaciones experi-
mentales como: implante de cartilago xifoides
asociado a la inyeccién subcutanea de sales cal-
cicas!4, injertos subcutaneos de mucosa vesical y
de pelvis renal!®, transplante de mucosa vesical
en la vaina de los musculos rectos abdominales'6
y tras implante de aponeurosis de los rectos del
abdomen en la mucosa vesical®. De igual modo,
la inyeccién de extractos alcohdélicos en musculo
puede inducir la osteogénesis, y compartir esta
capacidad con otros irritantes quimicos!?. Asi, la
inyeccion del carcinoégeno 20-metilcolantreno en
la pared ureteral induce la metaplasia a tejido
6s€eo esponjosols,

La osificacién ectépica precisa colageno,
mucoproteinas que proporcionen la matriz orga-
nica, fosfato calcico del tipo de la hidroxiapatita y
tejido conjuntivo y vasos. Se sugiere la posibili-
dad de que las placas de Randall o concreciones
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de Carr de las papilas generen una zona de
lesion-necrosis, que induce una transformacion
metaplasica del tejido lesionado y permite la pos-
terior fijacién de cristales de oxalato calcico. La
fase de mineralizacion previa a la osificacion
viene determinada por el depésito de fosfato cal-
cico apatitico, sustancia presente en todas las
calcificaciones patolégicas del organismo. Este
proceso es consecuencia del estimulo producido
por la actividad enzimatica de las fosfatasas alca-
linas liberadas en el epitelio urinario y por los
factores locales producidos en los fibroblastos del
tejido conjuntivo adyacente (IGF, Beta-TGF) en
intima conexiéon con el colageno local y los capi-
lares ricos en inductores de osificacion (osteota-
xina) que surgen de la mucosa de los tubulos
excretores. Estos factores contribuyen a la dife-
renciacion celular y a la aparicion de células de la
linea osteoblastica. Se cree que los osteoblastos
derivarian de las c€lulas endoteliales de los capi-
lares preformados o bien de las células del
mesénquima perivascular. Estas células sinteti-
zan colageno tipo I, osteocalcina, glicosaminglica-
nos y proteogliconos que constituyen la matriz
osteoide, que sera mineralizada por la accién de
las fosfatasas alcalinas del urotelio generando las
trabéculas 6seas. A continuacion sobre el ntiicleo
0seo se depositarian sales de oxalato calcico
monohidrato, por ser la sustancia con mayor
facilidad precipitan sobre un ntcleo patolégico,
permitiendo la posterior agregacion y crecimiento
del calculo. Si el calculo se desprende y pierde el
contacto con el urotelio se origina una pérdida de
nutricion permitiendo la necrosis de los osteoci-
tos conservandose las trabéculas y lagunas
oseas. Por ello, en las litiasis 6seas ureterales es
infrecuente identificar osteocitos en las trabécu-
las 6seas!3419-22,

Desde el punto de vista epidemiolégico, se han
descrito alrededor de 60 casos de litiasis 6sea en
la literatura (54 casos hasta 1995). Su incidencia
se cifra entre 0,28-1,16%, aunque probablemen-
te sea mas cercana al 2% del total de las litiasis
por hallarse esta infravalorada!'35. Las series
mas amplias son de procedencia nacional y des-
tacan los 19 calculos de Cifuentes®, 15 calculos
en 14 pacientes de Lovaco® y los 7 casos de
Garcia-Cuerpo?°. De la revision de estas series se
desprende que no existe predominio de sexo ni de
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lateralidad, afectando casi por igual a ambas uni-
dades renoureterales. Su incidencia se distribuye
entre los 23 y 66 afios, con mayor presencia entre
los 40-50 anos®5:20,

Desde el punto de vista clinico, la litiasis 6sea
no difiere en su forma de presentacion del resto
de la patologia litiasica. Asi se han descrito casos
de anulacién renal e hidronefrosis, sepsis urina-
ria, crisis renoureteral y hallazgos incidentales.
No obstante, algunos autores refieren que es mas
frecuente la presencia de algias lumbares que el
tipico colico nefritico®. El escenario analitico bio-
quimico y hematoldgico no arroja datos significa-
tivos. La citologia urinaria suele ser inespecifica;
no obstante la posible asociaciéon de la metapla-
sia 6sea con tumores del urotelio o su posterior
degeneracion sarcomatosa realzan la importancia
de su utilidad en el seguimiento evolutivo de
estos pacientes®23-24, En nuestro paciente la pre-
sentacion fue silente y resulté hallazgo incidental
en estudio ultrasénico abdominal. La presencia
de metaplasia escamosa, hallada en nuestro
paciente, nos alerta sobre la posible degeneracion
a carcinoma epidermoide, como ocurre ante pro-
cesos irritativos crénicos sobre el urotelio.

El diagnostico de sospecha debe sustentarse
en los hallazgos radiologicos caracteristicos?.
Asi, en la radiografia simple abdominal podemos
encontrar calculos de densidad inhomogénea, de
morfologia reniforme irregular, con una zona
excéntrica de menor densidad radiol6gica rodea-
da, aunque no en su totalidad, por una imagen
litiasica de alta densidad. La zona de menor den-
sidad corresponde al pediculo metaplasico que
sirve de anclaje al urotelio. A tenor de los resul-
tados de la revision bibliografica, podemos afir-
mar que las localizaciones mas frecuentes de la
litiasis 6sea en orden decreciente son las siguien-
tes: unién pieloureteral, pelvis renal, caliz infe-
rior, caliz superior, caliz medio, vejiga y uréter3
51920 Otro rasgo distintivo de este grupo litiasi-
co viene definido por la desproporciéon existente
entre las caracteristicas del calculo y la altera-
cion morfofuncional que origina en el estudio
mediante urografia intravenosa. De igual modo,
es llamativa la extraordinaria fijeza del calculo al
urotelio, tal y como se pone de manifiesto en la
pielografia anterégrada o retrégrada. En la litiasis
Osea es casi siempre la zona adherida y de menor
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densidad radiolégica la que "mira" hacia el urote-
lio. Por el contrario los calculos radiotransparen-
tes de acido urico no suelen mostrar esta carac-
teristica adherencia al urotelio, a excepcion de
precipitar sobre una lesién tumoral subyacen-
tet20

Si las caracteristicas radiologicas anterior-
mente descritas, no alertan nuestro instinto diag-
nostico escasamente familiarizado con esta pato-
logia, debemos sospechar la presencia de calculo
6seo ante la resistencia manifiesta a la fragmen-
tacion durante la LEOC sobre el area excéntrica
de inferior densidad radiolégica. Ante su sospe-
cha debemos rechazar la LEOC y optar por un
tratamiento quirurgico (endourolégico o abierto)
que actue sobre el calculo y su base de implanta-
cion. La mayoria de autores destaca la necesidad
de actuar sobre el foco de metaplasia 6sea de la
base de implantacion del calculo, en aras a con-
firmar su diagnéstico y prevenir futuras recidivas
y la posible degeneracion sarcomatosa o asocia-
cion a carcinoma urotelial®519-20.2324  En nues-
tro paciente, el diagnéstico de presunciéon acon-
teci6 tras el fracaso de la LEOC en resolver el
fragmento residual adherido al urotelio, fruto de
nuestra escasa familiaridad con esta entidad. Al
paciente se le ofrecié ureterolitectomia percuta-
nea con objeto de resolver por via endoscoépica la
litiasis caliciliar inferior y el calculo ureteral. No
obstante, la sospecha de litiasis 6sea y la posibi-
lidad de no poder resolver con éxito la base de
implantacién nos orienté hacia la cirugia abierta.

El diagnéstico definitivo lo determina el estu-
dio histolégico, que ratifica la presencia de tejido
6seo en el calculo o en su base de implantacion.
El calculo se halla fijo al urotelio por el foco de
metaplasia 6sea, que suele presentar una carac-
teristica “oquedad” en su interior!-3-520, Las téc-
nicas de analisis del calculo recomendadas son el
procesado del calculo por el método petrografico
de lamina delgada tras su decalcificacién y pos-
terior tincion, observacion del mismo bajo
microscopio de luz polarizada y el estudio histo-
patologico con tincién de hematoxilina-eosina y
tricromico de Masson!51925 Al microscopio de
luz polarizada a 100 aumentos, el tejido 6seo pre-
senta un color azul palido. El espectrofotograma
de energia dispersa por RX presenta un pico
caracteristico de hueso®. En microscopia electré-
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FIGURA 4. Zona central de tejido 6seo con trabéculas

gruesas y espacios medulares con abundantes vasos y
fibrosis irregular compatible con litiasis dsea.

FIGURA 5. Mucosa transicional de uniéon ureteropiélica
con drea de ulceracion y puntos de metaplasia escamosa.
Prominente edema, fibrosis e inflamaciéon en el corion
subyacente.

nica se evidencian las trabéculas 6seas y lagunas
donde se alojan los osteoblastos. La porcién cris-
talina inorganica se presenta, en orden decre-
ciente de frecuencia como: oxalato calcico
monohidrato, oxalato calcico monohidrato aso-
ciado a fosfato calcico y oxalato calcico dihidra-
to35,

A modo de conclusién, la presencia de litiasis
de densidad inhomogénea, con una zona excén-
trica de menor densidad radiolégica firmemente
adherida al urotelio, con llamativa desproporcion
entre las caracteristicas del calculo y la altera-
cion morfofuncional originada y resistente a la
litotricia extracorporea; nos debe alertar sobre la
posibilidad de un calculo 6seo y arbitrar las
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medidas oportunas para su exéresis y la de su
base de implantacién. De igual modo, se aconse-
ja un seguimiento citologico posterior ante la
eventual posibilidad de degeneracién y/o asocia-
cién a procesos neoplasicos.
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