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RESUMEN

Caso clinico: Mujer de 42 afos, fumadora desde los 20 afios sin antecedentes personales, familiares
ni traumdticos de interés. Actualmente, acude por cuadro catarral febril de varios dias de evolucion.
Presenta dolor toraco-abdominal derecho sin disnea, de caracteristicas pleuriticas, refractario a
ibuprofeno.

Resultados: Se realizé radiografia de tdrax visualizando varios micronddulos pulmonares. Dado su
antecedente tabdquico y dolor toraco-abdominal refractario a analgesia, se realiza una tomografia
computarizada (TO toraco-abdomino-pélvica para una mejor caracterizacion. En el TC las imdgenes
micronodulillares pulmonares no impresionan de cardcter maligno, pero dada la presencia de mdltiples
lesiones osteoesclerosas infiltrativas enostdticas en esqueleto axial (visualizadas incidentalmente en TC
toraco-abdomino-pélvica con ventana dsea), se aconseja complementar con un estudio metabdlico/
funcional, dada la razonable sospecha de metdstasis dseas secundarias a cdncer de pulmadn.

El estudio metabdlico/funcional mostrd una hipocaptacion global, lo que permite descartar posibles
metdstasis 6seas, y orienta hacia otras patologias benignas como osteopoiquilosis.

Conclusiones: La osteopoiquilosis es un hallazgo casual y raro que debe incluirse en el diagndstico
diferencial de multiples imdgenes osteoesclerosas, evitando su confusion con entidades malignas.

ABSTRACT

Clinical case: A 42-year-old woman, a smoker since her twenties, without any personal, family or
traumatic history of interest. Currently, she consults with a cold like symptoms with fever that has lasted
for several days. She had right chest and abdominal pain without dyspnea, with pleuritic characteristics.
refractory to ibuprofen.

Results: A chest x-ray was performed showing several pulmonary micronodules, which, added to her
smoking history and refractory thoraco-abdominal pain, prompted a thoraco-abdomino-pelvic
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osteopoikilosis.

INTRODUCCION

La palabra osteopoiquilosis deriva del griego “osteo” hueso y
“poikilos” manchado. Se trata de una osteocondrodisplasia es-
clerosante benigna muy infrecuente (prevalencia mundial:
5/100 000) de herencia autosémica y etiologia incierta’. La
evolucién natural de la osteopoiquilosis es hacia la persistencia,
sin otras complicaciones. El manejo es conservador, ya que son
lesiones de “ver y no tocar”. Sin embargo, la biopsia aportaria
el diagnostico definitivo en los casos mas dudosos. En ella, se
verian condensaciones focales de hueso lamelar compacto de
disposicién concéntrica a los canales vasculares con lineas de
cementacién que no cambian cuando ha finalizado la etapa de
crecimiento, y maduracion 6sea definitiva, todo ello en el inte-
rior de la capa esponjosa.

Este trabajo tiene por finalidad destacar la presentacion clini-
co-radiolégica de la osteopoiquilosis, dando énfasis en que se
trata de un hallazgo radiolégico incidental. Ademas, dada su
benignidad, es muy importante no confundirla con lesiones 0s-
teoescleroticas indicativas de malignidad como las metdstasis 0s-
teoblasticas, para evitar asi una espiral de “encarnizamiento tera-
peltico” que resulta altamente perjudicial para el paciente, y que
lamentablemente ocurre mas de lo deseado en la practica clinica.

CASO CLINICO

Se reporta el caso de una mujer de 42 anos, fumadora desde los
20 anos, que presenta catarro febril de varios dias de evolucién,
con tos productiva, siendo tratada con acetilcisteina. Presenta
dolor costal derecho de caracteristicas pleurales que no presenta
mejoria con la administracién de ibuprofeno, sin disnea ni palpi-
taciones. No refiere esfuerzos ni traumas previos.

Como antecedente presenta episodio hace cinco meses atras de
sospecha de neumonia con radiografia de térax con hallazgo de
imdgenes nodulares parahiliares izquierdas. Pensando en posi-
ble patologia neoplasica se realiz6 una TC que concluyé que los
nédulos eran de improbable traduccién clinica debido a que re-
sultaban ser un hallazgo incidental ademas de no existir dolor ni

computerized tomography (CT). On CT, the pulmonary micronodular images do not appear to
have a malignant behavior, but since they are associated with multiple enostotic infiltrative
osteosclerotic lesions in the axial skeleton (incidentally seen on thoraco-abdomino-pelvic CT with
bone window), their better characterization with a metabolic study is recommended, given the
reasonable suspicion of bone metastases secondary to lung cancer. In the metabolic/functional
extension study, a global hypouptake was obtained, reasonably ruling out the possibility of
bone metastases, and directing diagnostic suspicions towards other benign possibilities such

Conclusions: Osteopoikilosis is a casual and rare finding that should be included in the differential
diagnosis of multiple osteosclerotic images, and not be confused with malignant entities.

otros sintomas tipicos de un posible cancer pulmonar, asi como
tampoco alteraciones de laboratorio.

En los exdmenes de laboratorio, no se observa alteracion de para-
metros sugerentes de una enfermedad 6sea maligna presentan-
do solo hiperglicemia de 111mg/dl (VN: 74-100 mg/dl) e hiper-
colesterolemia de 279 mg/dl (VN: 110-200 mg/dl). Hemograma
y estudio metabolismo del hierro normales.

Dado el antecedente tabaquico y dolor toracico refractario, se
solicita radiograffa de térax que presenté imagenes nodulares
parahiliares izquierdas, por lo que se solicitdé una tomografia com-
putarizada (TC) toraco-abdomino-pélvica para mejor caracteriza-
cién de dichos nédulos y para descartar lesiones focales abdomi-
no-pélvicas que justificaran el dolor abdominal.

En los cortes toracicos, presentd signos de bronquiolitis respi-
ratoria crénica no consolidativa, sin cambios significativos del
estudio toraco-abdomino-pélvico previo respecto al actual, con
diferencia de 5 meses entre ambos.

En los cortes abdominales, no se evidenciaron hallazgos patol6-
gicos de interés.

En los cortes pélvicos, se evidenciaron multiples lesiones escleroti-
cas (ya descritas en la TC previa), sin hallazgos de tumor primario.
Como hallazgos radiolégicos principales se apreciaron mdltiples fo-
cos escleréticos endomedulares metafisoepifisiarios, con margenes
bien definidos, de distinto nimero y tamano (sin llegar a superar
el centimetro) acetabulares, iliacos bilaterales y sacros sin disrup-
cion cortical ni compromiso de partes blandas adyacentes; todos,
hallazgos radiol6gicos no agresivos. Dichas enostosis presentaban
agrupacion periarticular, encontrandose estables en nimero y ta-
mano con respecto a la TC anterior. Los hallazgos sugerian displasia
osteoesclerosante, a valorar la osteopoiquilosis. Figura 1.

Estas imagenes, que no presentan captaciones patolégicas me-
tastasicas, sugieren naturaleza benigna de las lesiones 6seas de
nuestra paciente.
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Figura 1. Tomografia computarizada de pelvis, reconstrucciéon coronal-sagital con ventana dsea.

Multiples lesiones (flechas amarillas) enostoticas osteo-escleroticas acetabulares, iliacas bilaterales y sacras, sugerentes de osteopoiquilosis.

DISCUSION

En radiografia simple, en la osteopoiquilosis se identifican nume-
rosas imagenes radiopacas o esclerosas, pequenas, homogéneas,
bien definidas y longitudinales o circulares (segun la definicion
trabecular de la porcion esponjosa del hueso). Estan agrupadas
en regiones periarticulares paralelas a las trabéculas circundan-
tes. Son, por lo tanto, predominantemente longitudinales en las
areas trabeculares lineales bien definidas, mientras que son mas
bien circulares en areas trabeculares peor definidas. En nuestra
paciente, no existian manifestaciones clinicas relacionadas, tam-
poco se evidenciaron lesiones cutaneas. Se solicitdé radiografia
de columna lumbar, pudiendo comprobarse lesiones sacras y en
otras localizaciones?.

En la TC, la osteopoiquilosis presenta multiples focos enostéticos
subcentimétricos (5-10 mm), simétricos, metafisoepifisiarios en
huesos largos, respetando craneo y esqueleto axial. Por lo gene-
ral, no suele presentar deformidad o malformacién de estructuras
6seas v ello genera un debate abierto sobre si resulta del todo
apropiado incluirla dentro del grupo de las osteocondrodisplasias,
ya que en estas si es frecuente encontrar deformidad o malfor-
maciones 6seas’.

No es posible distinguirla de otras lesiones osteoblasticas exclu-
sivamente segun su valor de atenuacién, ya que esta medicion
lo Unico que nos indica es que las lesiones tienen la misma ate-
nuaciéon que el calcio, per, no especifican si son benignas, ma-
lignas, tumorales o infecciosas. Es por ello que cobran especial
importancia otros factores clave como son el contexto clinico, la
exploracion fisica y el resultado del resto de las pruebas comple-
mentarias (pruebas de laboratorio y de imagen) al tratarse de un
diagnostico de exclusion.

La resonancia magnética (RM) define mejor las caracteristicas le-
sionales. Generalmente, se observan lesiones hipointensas no
expansivas homogéneas en el tejido endomedular. En la RM ab-
domino-pélvica realizada posteriormente para ampliar estudio, la

paciente presentd lesiones de baja intensidad de sefal en secuen-
cias potenciadas en T1y T2 (hueso denso maduro), que no restrin-
gfan el movimiento browniano a la libre difusion de las particulas de
agua (figura 2). No captaban ningun tipo de contraste (gadolinio ni
yodo) en la RM ni en los estudios funcionales de Medicina Nuclear,
como gammagrafia 6seay PET-TC. Por dichas caracteristicas y dada
la estabilidad radiolégica, se descarta el diagndstico de metastasis
6seas, corroborando la naturaleza benigna de dicho proceso. Se
evalla como diagnéstico diferencial el que se trate de una enos-
tosis multiple dentro del amplio espectro de enfermedades que
plantean las displasias osteoesclerosas, con alta probabilidad de
que se trate de una osteopoiquilosis®. Figuras 3y 4.

Estas malformaciones se originan en la etapa infantil (raramente
antes de los 3 anos) y persisten de manera silente a lo largo de la
vida. Ello explica que su diagnostico se realice de forma incidental
al realizar pruebas de imagen por otros motivos. Como se ha co-
mentado, lo normal es que sea asintomatica, sin embargo, puede

Figura 2. Resonancia magnética pélvica reconstruccion
coronal con secuencia potenciada en T1.

Varias lesiones hipointensas sacro-iliacas bilaterales (flechas amarillas)
que se corresponden con presencia de hueso maduro, que demuestran
estabilidad en numero y tamario de focos enostdticos.
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Figura 3. Gammagrafia 6sea en 2 proyecciones: anterior y
posterior.

En ella, no se aprecia hipercaptacion de los focos de enostosis dsea ante-
riormente descritos. Sin embargo, se ve un punto hipercaptante en fosa
antecubital izquierda, que es por donde se ha inyectado el radiotrazador;
asi como en la vejiga, dada su eliminacién por orina, sin constituir por
ello, puntos de hipercaptacion patoldgica.

presentar sintomas entre los que destacan el dolor crénico. Es asf
como se ha visto en varios estudios que cerca de un 20% de los
pacientes con osteopoiquilosis, pueden tener una manifestacion
moderada de dolory derrame articular, provocado por un aumen-
to en la condensacién 6sea a causa del estado hipermetabdlico que
ello conlleva. Este estado hipermetabdlico del hueso es la principal
hipétesis de la aparicién de sintomas, como el dolor crénico®.

Al ser un sindrome genético con penetrancia variable, puede apa-
recer aislada o asociada a otras malformaciones genéticas (como
en el gen LEMD3) ademas de las 6seas. Presenta manifestaciones
principalmente cutdneas (dermatofibrosis lenticularis), cardiacas
(coartacién de aorta) y renales (duplicidad ureteral), pero también
endocrinas, faciales (dacriocistitis) y reumaticas (artrititis, lupus,
fiebre mediterranea familiar). Cuando asocia papulas escleroder-
miformes redondas/ovaladas simétricas (dermatofibrosis lenticular
diseminada) de color blanco-amarillento en region lumbar, glitea
y de manera mucho mas infrecuente los brazos, en cuyo caso se
conoce como sindrome de “Buschke-Ollendorf”. Asimismo, se ha
descrito su asociacion con otras afectaciones dermatolégicas (elas-
tomas juveniles, léntigos, fibromas orales, queratomas palmoplan-
tares y predisposicion a la formacién de queloides)*®.

Entre el amplio espectro de lesiones que se asemejan a la 0s-
teopoiquilosis, caben destacar:

- Islotes 6seos aislados.

- Displasias osteoesclerosas®

- Esclerosis tuberosa®

- Osteomielitis cronica multifocal recurrente’

- Enfermedades del metabolismo fésforo-calcio

- Tumores osteoesclerosos (linfoma 6seo, metastasis osteo-

blasticas)®

Figura 4. Tomografia por emision de positrones (PET/TC)
con fluorodesoxiglucosa F-18 (FDG) de cuerpo entero con
reconstruccion con proyeccion de maxima intensidad (MIP),
coronal y axial fusionados

Se aprecian focos de captacion fisioldgica como son cerebro, corazén,
ambos rifiones y vejiga y ausencia de captaciones &sea patoldgicas, lo
que lo diferencia de metastasis u otras enfermedades oseas sugerentes
de malignidad.

CONCLUSIONES

La osteopoiquilosis supone un hallazgo radiografico incidental,
que se encuentra en personas asintomaticas que se realizan una
prueba de imagen por otro motivo. Se debe incluir en el amplio
diagnéstico diferencial de imagenes osteoesclerosas mdltiples
y no debe confundirse con otras condiciones malignas de peor
prondstico y distinta actitud terapeutica, como por ejemplo las
metdstasis dseas.

No es necesaria la biopsia 6sea para llegar a un diagndstico cer-
tero. Podemos apoyarnos en las caracteristicas radiolégicas y to-
mograficas evaluadas en detalle por radiélogos de experiencia o
subespecialistas en un contexto clinico de hallazgo imagenol6gi-
co incidental y frente a la duda, con pruebas funcionales y me-
tabolicas.
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Consideraciones éticas

No se ha llevado a cabo experimentacion con animales ni seres humanos.

Se respeta la privacidad y confidencialidad de los datos, siguiendo el protocolo de nuestro centro, asi como contamos con el
consentimiento del paciente para publicar este articulo con imagenes.
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