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La osteoartropatia hipertrofica (OH) es un
sindrome clinico en el que se desarrolla una
periostitis cronica proliferativa de huesos largos,
una deformacion de los dedos de las manos y
de los pies en palillo de tambor (dedos
hipocraticos) y una sinovitis oligo o poliarticular.
La forma secundaria generalizada se clasifica,
etiopatogénicamente, en pulmonar, pleural,
cardiovascular y gastrointestinal. La forma
pulmonar se ha asociado al carcinoma
broncogénico entre otras etiologias. Presentamos
el caso de un sindrome paraneoplasico multiple
constituido por una OH, una crioglobulinemia
mixta policlonal y una polineuropatia axonal en
un paciente con un carcinoma broncogénico
pulmonar con metastasis Oseas. La
excepcionalidad del caso esta dada por la
enfermedad paraneoplasica multiple y metastasica
asociadas. Revisamos la bibliografia al respecto y
destacamos especialmente el singular patron
gammagrafico 6seo constituido por una
combinacion de signos tipicos de la OH y
metdstasis 6seas.
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Introduccion

La osteoartropatia hipertréfica (OH) es una entidad
clinica que se incluye dentro de la lista de sindro-
mes paraneoplasicos, pues es frecuente su asocia-
cion con diversas neoplasias, en especial el carci-
noma pulmonar'?. Desde el punto de vista clinico,
el cuadro se caracteriza por la presencia de una
deformidad de la parte distal de las extremida-
des conocida como dedos hipocriticos o en palillo
de tambor, asociada a la proliferacion del periostio
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Male with metastasized pulmonary carcinoma
and multiple paraneoplastic syndrome

Hypertrophic osteoarthropathy (HO) is a clinical
syndrome that produces chronic periosteal bone
formation of the large bones, clubbing of hand
and/or foot digits in drumsticks and oligo- or
polyarticular synovitis. Based on the
etiopathogenesis, the generalized secondary form
can be classified as pulmonary, pleural,
cardiovascular or gastrointestinal. Bronchogenic
carcinoma has been described in the pulmonary
etiology, among others.

We present the case of a multiple paraneoplastic
disease (HO, mixed polyclonal cryoglobulinemia
and axonal polyneuropathy) associated with
pulmonary carcinoma with bone metastases. The
exceptionality of this case lies in the association of
multiple paraneoplastic disease and metastases.
We review the literature on the subject and
highlight the peculiar bone scan scintigraphy
consisting of a mixture of typical signs of HO and
bone metastases.

Key words: Hypertrophic osteoarthropathy. Bone
metastases. Pulmonary carcinoma.

de los huesos tubulares. En algunas ocasiones, la
OH asociada al carcinoma pulmonar puede formar
parte de un sindrome paraneoplasico multiple, que
cuando se asocia a las manifestaciones clinicas
propias de las metastasis tumorales da lugar a un
cuadro clinico muy florido en el que es dificil di-
ferenciar la sintomatologia paraneopldsica de la
propiamente tu moral. Presentamos un caso de
adenocarcinoma pulmonar metastasico y sindrome
paraneoplasico multiple constituido por una OH,
una crioglobulinemia mixta policlonal y una poli-
neuropatia axonal.

Observacion clinica

Varén de 63 anos, fumador de 40 cigarrillos al dia,
sin antecedentes médicos de interés y con antece-
dentes familiares de neoplasia de colon en los pa-
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Figura 1. Imagen de las manos del paciente donde se aprecia la tu-
mefaccion de las metacarpofalangicas segunda y tercera y de las in-
terfaldangicas proximales, asi como la tipica acropaquia y unas en
vidrio de reloj de la OH.

dres y un hermano. El paciente acudi6 a la consul-
ta de reumatologia por un cuadro de 4-5 meses de
evolucion caracterizado por dolor y tumefaccion si-
métrica de hombros, codos, carpos, rodillas, tobi-
llos y pequenas articulaciones de las manos, su-
gestivo de una poliartritis inflamatoria de inicio. El
dolor osteoarticular era de predominio nocturno y
se habia incrementado en los Gltimos meses a pe-
sar del tratamiento instaurado con AINE y bajas do-
sis de corticoides (10 mg de prednisona). El pa-
ciente referia también una pérdida de fuerza en las
manos, con dificultad de cierre de las mismas y
mialgias generalizadas. En las Gltimas semanas se
habia anadido tos escasamente productiva que no
se acompanaba de disnea ni dolor toracico. Desde
el inicio del cuadro el paciente referfa una pérdi-
da de peso que se cuantificd en aproximadamente
7 kg. En la exploracion fisica destacaba un pacien-
te eupneico, con un aparente buen estado general
y de nutricion, y sin adenopatias palpables en las
cadenas accesibles. En la auscultacion cardiopul-
monar presentaba roncus inspiratorios y espirato-
rios en el hemitérax derecho y tonos ritmicos a 90
por minuto. En el abdomen no se palpaban orga-
nomegalias.

En la exploracion osteoarticular llamaba la atencion
el ensanchamiento del extremo distal de las cuatro
extremidades, mas significativo en las manos, que se
acompanaba de un intenso dolor 6seo, lo que fue
interpretado clinicamente como una acropaquia do-
lorosa (fig. 1). Se constatd la presencia de dolor y
tumefaccion de grandes y pequenas articulaciones
en hombros, codos, munecas, varias metacarpofa-
langicas y rodillas con un derrame articular impor-
tante. Se practicoé una artrocentesis evacuadora de la
rodilla derecha que dio salida a 25 ml de liquido si-
novial de caracteristicas no inflamatorias, cultivo ne-
gativo y ausencia de cristales.
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Figura 2. Radiografia anteroposterior de tibias y peronés donde puede
observarse una reaccion periostica bilateral y un engrosamiento de la
cortical.

En la analitica general de sangre y orina destacaba
una anemia microcitica con una Hb de 10,1 g/dl y
un VCM de 74,8 fl, una VSG de 97 mmHg/h y una
PCR elevada de 17,80 mg/dl. Destacaba también la
presencia de una crioglobulinemia mixta policlonal
IgG e IgM, con una inmunoelectroforesis en suero
y orina en la que no se evidenciaba ninguna ban-
da monoclonal. El estudio inmunologico demostro
unos inmunocomplejos circulantes elevados, asi
como anticuerpos antinucleares, factor reumatoide
y enzima conversiva de la angiotensina negativos.
El HLA fue inespecifico. Se determinaron diferentes
serologias para VHB, VHC, VEB, CMV, Borrelia,
Brucella, Yersinia y Legionella, que resultaron to-
das negativas. Se practicod una baciloscopia que fue
también negativa.

La radiografia de torax puso de manifiesto un no-
dulo de alta densidad en la base pulmonar izquier-
da, una imagen nodular de limites bien definidos
en la periferia del pulmén izquierdo, un engro-
samiento hiliar derecho, un discreto derrame pleu-
ral derecho y un ensanchamiento mediastinico. Se
practicé una TC tordcica que puso de manifiesto la
presencia de una masa parahiliar inferior derecha
que ocupaba el receso pleuroacigoesofagico, com-
patible con carcinoma de pulmoén. Como confirma-
cion diagnostica y evaluacion de las posibilidades
terapéuticas segin la histologia del tumor, se reali-
z0 una biopsia pulmonar, con el resultado anato-
mopatologico de carcinoma muy indiferenciado de
células grandes.

En el estudio completo de extension, la radiologia
Osea demostrd una evidente reaccion peridstica bi-
lateral en tibias, peronés y fémures, junto con unas
imagenes densas sugestivas de metastasis 6seas en
ambos fémures (fig. 2). Un electromiograma practi-
cado demostro la presencia de una tipica polineu-
ropatia axonal con potenciales de baja amplitud,
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Figura 3. Gammagrafia osea que pone de manifiesto la presencia de
una captacion poliarticular, junto con un aumento de captacion li-
neal en los huesos largos, mds evidente en la didfisis del fémur iz-
quierdo, dando la tipica imagen en “doble rail” de las periostitis que
pueden observarse en el curso de una OH. En esta gammagrafia se
observan, ademds, focos de intensa captacion en el htimero y el ra-
dio derechos, ambos fémures y tibias, muy sugestivos de metdstasis
oseas en esta localizacion.

tanto motores como sensitivos. Finalmente, la gam-
magrafia 6sea con tecnecio-99m puso de manifies-
to un aumento de captacion poliarticular, asi como
lineal, en los huesos largos, mas evidente en la dia-
fisis del fémur izquierdo, dando la tipica imagen
en “doble rail” de las periostitis. En la gammagra-
fia destacaba también la presencia de intensos fo-
cos de captacion en el hiumero y el radio derechos,
ambos fémures y tibias, sugestivos de metastasis
Oseas concomitantes (fig. 3).

Con el diagnostico de carcinoma pulmonar indife-
renciado de células grandes estadio IV, con sin-
drome paraneoplasico multiple asociado (OH, cri-
globulinemia mixta policlonal y polineuropatia
axonal) fue valorado por el comité de tumores, de-
sestimandose cualquier tipo de tratamiento curativo
dado el avanzado estadio tumoral. El paciente re-
quirié analgesia mayor para controlar el intenso
dolor que presentaba y la evolucion fue rapida, fa-
lleciendo a los 2 meses del diagnostico.

Discusion

La OH es un sindrome clinico en el que se desarro-
lla una periostitis cronica proliferativa de huesos
largos, una deformacion de los dedos de las manos
y de los pies en palillo de tambor (dedos hipocrati-
cos) y una sinovitis oligo o poliarticular?. Clasica-
mente, se distinguen dos tipos de OH: una forma
primaria, de caracter familiar autosémica domi-
nante, denominada sindrome de Touraine-Solente-
Golé, y otra secundaria, la mas frecuente, que se

asocia fundamentalmente a procesos intratoracicos.
La forma secundaria se clasifica, a la vez, segin su
etiologia en: pulmonar, pleural, cardiovascular y
gastrointestinal. En la forma pulmonar el carcinoma
pulmonar es, entre otras numerosas causas, una de
las etiologias mas frecuentes!?.

En este trabajo presentamos un caso de un pacien-
te con una sintomatologia tipica de OH como ma-
nifestacion clinica de una neoplasia oculta (carcio-
ma pulmonar). En este caso es interesante destacar
la radiologia y, de forma especial, la gammagrafia
Osea que permitieron establecer el diagnostico de
OH vy las metastasis Oseas concomitantes, al demos-
trar junto a los signos caracteristicos de la OH, la
presencia de imagenes muy sugestivas de metdsta-
sis Oseas (figs. 2y 3)°7.

Revisando la bibliografia, entre los sindromes para-
neopldsicos mas frecuentes que se presentan con
manifestaciones osteomusculares, destacan diversas
conectivopatias, como vasculitis, sindromes escle-
rodermiformes y lupoides, entre otros muchos, y
de forma muy especial la dermatopolimiositis de
inicio en el adulto y la OH, entidades cuya presen-
cia obliga a descartar una neoplasia oculta®"’. Des-
de el punto de vista clinico, lo mds destacable de
nuestro caso fue el cuadro osteoarticular con que
se presentO el paciente, que sugeria una poliartritis
inflamatoria de inicio. El estudio del liquido sino-
vial (liquido no inflamatorio), junto con el patron
de dolor y deformidad 6sea, permitid establecer el
diagnostico de OH. La presencia de derrames sino-
viales no inflamatorios, si bien es caracteristico de
la OH, resulta también frecuente en otros numero-
sos casos de artritis asociado a neoplasia'®. Los me-
canismos de lesion articular producidos por una
neoplasia no se conocen con certeza. Se han suge-
rido diversos factores humorales y celulares (se han
detectado citocinas producidas por las células tu-
morales y la presencia de inmunocomplejos circu-
lantes en diversos tumores). Hay especulaciones
con ciertos mecanismos patogénicos que alteran la
inmunidad en el huésped genéticamente predis-
puesto. Finalmente, se han implicado incluso diver-
sos factores neurovasculares. En este sentido, las
enfermedades que con mayor frecuencia se asocian
a OH se localizan en territorio inervado por el
vago, detectindose mejoria de los sintomas tras la
vagotomia, si bien la desaparicion de la sintomato-
logia osteoarticular s6lo esta descrita tras la erradi-
cacion de la neoplasia®.

Las artritis paraneoplasicas son, en general, entida-
des raras, pero su presencia es un auténtico reto
diagnostico para los reumatdlogos. Ante la sospe-
cha clinica, el médico debera investigar y valorar
los factores de riesgo de neoplasia del paciente
(antecedentes familiares y personales de neoplasia,
exposicion a agentes carcinOgenos o tratamientos
inmunosupresores, la presencia de una enfermedad
reumdtica de larga evolucion...), la resistencia del
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cuadro articular al tratamiento con antiinflamatorios
y corticoides y, de forma muy especial, la presen-
cia de otra sintomatologia clinica paraneoplasica
acompanante®>?*?1. En nuestro caso el cuadro os-
teomuscular se acompanaba de una crioglobuline-
mia mixta policlonal y una polineuropatia axonal.
La crioglobulinemia es una disproteinemia que con
frecuencia se asocia a neoplasia. Entre sus manifes-
taciones clinicas se encuentra hasta en un 5% de
casos la presencia de neuropatias periféricas, entre
las que se incluye las polineuropatias axonales®*. La
presencia de neuropatia periférica, sin embargo,
también puede observarse de forma aislada como
entidad paraneoplasica, si bien su frecuencia es es-
casa y su prevalencia no ha sido establecida.

En resumen, presentamos el caso de un paciente
con una OH en el contexto de un sindrome para-
neopldsico multiple, asociado con un carcinoma
pulmonar indiferenciado de células grandes con
metastasis O0seas. Destacamos y discutimos de for-
ma especial el patron poliarticular de presentacion
y la imagen gammagrifica suma de las imagenes ti-
picas de la OH y las metdstasis Oseas.
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