Quiste 6seo aneurismatico gigante en humero
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RESUMEN

Objetivos. Presentar un caso de quiste 6seo aneurismatico en himero distal con recidiva.

Paciente y método. Nifia de 2 afios, con quiste 6seo aneurismatico en metéafisis distal de himero derecho que se
traté indtilmente con inyeccién intradsea esclerosante de Ethibloc®, y que evolucioné con un gran aumento de tama-
fio por lo que requirié exéresis e injerto autélogo de peroné. Al afo presenté una recidiva que necesité nueva cirugia
con legrado radical e injerto.

Resultados. Buena evolucién con reconstruccién de la metafisis humeral, aunque con desviacién tolerable de la
paleta humeral en varo, y satisfactoria recuperacién funcional.

Conclusiones. Aunque los quistes 6seos aneurismaticos son tumores benignos que responden generalmente bien
al tratamiento con esclerosantes, a veces evolucionan de forma térpida y recidivante necesitando varias cirugias y
pudiendo comprometer, en los nifios, las articulaciones adyacentes.

ABSTRACT

Objectives. To present the case of a recurrent aneurismatic osseous cyst in the distal humerus.

Patient and method. A two year old girl with an aneurismatic osseous cyst in the distal metaphysis of the right
humerus that had been treated unsuccessfully with an intraosseous sclerosant injection of Ethibloc®. The cyst increa-
sed in size, requiring exeresis and an autologous fibular graft. The following year the cyst recurred and surgery was
required again and a radical curettage and graft were performed.

Results. The evolution was good with reconstruction of the humeral metaphysis. There was a tolerable deviation
of the shoulder blade in varus position and a satisfactory functional recovery.

Conclusions. Although aneurismatic osseous cysts are benign tumours that normally respond well to treatment
with sclerosants, on occasions they progress slowly and recurr and require several surgeries and can compromise the
adjacent articulations in children.
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INTRODUCCION

El quiste 6seo aneurismatico supone el 6% de
las lesiones 6seas primarias!. Puede aparecer de
novo o estar asociado a lesiones benignas como el
tumor de células gigantes, el osteoblastoma, el
condroblastoma, el fibroma condromixoide y la
displasia fibrosa,, asi como a lesiones malignas
como el osteosarcoma, el fibrosarcoma o el condro-
sarcoma?*, puede ser localmente agresivo,

El quiste 6seo aneurismatico tipico afecta a la
medular de la metéfisis de los huesos largos?®,
aunque también puede aparecer en la diafisis, en
huesos planos, tubulares cortos® e incluso en la co-
lumna’.

Se observa predominantemente en la infancia, y
en el 76% de los casos aparece en menores de 20
anos®, con ligero predominio por el sexo femenino®°,

Los sintomas mads frecuentes en huesos largos
son el dolor y la tumefaccién locall-12,

El diagnéstico esta basado en sus caracteristi-
cas radiograficas, se presenta como una lesion
multiquistica, expansiva y excéntrica con reaccion
peridstica. Presenta un patrén geografico de des-
truccién 6sea y trabeculacion en su interior!,

Aunque en general las radiografias son suficien-
tes para evaluar la lesion, otras técnicas como la
tomografia computarizada (TC), la gammagrafia y
la resonancia magnética (RM) pueden ayudar al
diagnéstico. La TC es superior a la radiografia!®16;
se pueden observar la presencia de niveles liquidos.
La gammagrafia con Tc99 es de utilidad ya que re-
fleja la naturaleza vascular de la lesién; algunos
autores describen una captacién aumentada con un
patrén en anillo'™°. Los hallazgos en la RM son
bastante caracteristicos y permiten un diagnéstico
especifico, lesién bien definida, de contornos lobula-
dos y cavidades quisticas con niveles liquidos?.

El tratamiento puede incluir un agente fibrogé-
nico y trombobléstico, formado por una mezcla vis-
cosa, cuyos ingredientes activos son alcohol y una
proteina vegetal, Ethibloc®, propuesto reciente-
mente como opcion terapéutica de este tumor. Los
estudios publicados concluyen que la inyeccién per-
cutdnea es segura, eficaz y no invasiva, a veces es
necesario repetir la infiltraciéon?-?2, En un pequefio
numero de casos, como ocurrié en esta paciente, la
tumoracion aumenté de tamarfio y hubo que recu-
rrir a la cirugia?!. El Ethibloc® también constituye

una alternativa a la cirugia cuando ésta es técnica-
mente imposible o hay riesgo para el enfermo??.

El objetivo de este trabajo es exponer el caso de
un quiste 6seo aneurismatico de comportamiento
agresivo que no respondié al tratamiento con Et-
hibloc® y requirié varias cirugias.

PACIENTE Y METODO

Paciente de 2 anos de edad, cuyos padres consultan por no-
tar pérdida de fuerza y movilidad en el brazo derecho. Como
antecedentes personales se recoge una adenoidectomia, ausen-
cia de alergias conocidas y otras enfermedades.

En su centro de referencia se le habia diagnosticado y trata-
do de pronacion dolorosa. Pasadas 2 semanas la paciente su-
fri6 un traumatismo en el codo derecho con dolor e impotencia
funcional; fue derivada al hospital.

Se realiz6 una radiografia y se detecté una lesién litica ex-
pansiva que afectaba a la epifisis y a la metafisis distal del hua-
mero derecho, que rompia la cortical, con reaccién periéstica
en tridngulo de Codman e invasién de partes blandas (fig. 1).
Dado el hallazgo se ingresa para estudio.

Fig. 1. —Lesion litica y expansiva en metafisis distal de hi-
mero (26-7-2001).

Fig. 1.—Lytic expansive lesion in the distal metaphysis of
the humerus.
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Fig. 2. —Intensa captacién isotépica en tercio distal de
himero.

Fig. 2.—Intense isotopic uptake in the distal third of the
humerus.

Figs. 3 y 4. —Aumento de tamarfio de la lesién tras la inyec-
cién intraquistica de Ethilbloc® (20-9-2001).

Figs. 3 y 4. —3 and 4 Increase in the lesion size after in-

tracystic injection of Ethilbloc™.

Se realiza TC y gammagrafia donde se describen las carac-
teristicas de la lesién:

— TAC. Lesién que rompe la cortical medial; con reacciéon
peridstica en tridngulo de Codman. No se evidenciaban
signos de lesién fisaria.

— La gammagrafia con Tc99 informa de un intenso aumen-
to de la captacién (fig. 2).

Se realiza puncién biopsia bajo anestesia, la técnica histo-
quimica usada fue fijacién en formaldehido al 10%, descalcifi-
cacion con &cido nitrico e inclusion en parafina, cortes y tin-
cién con hematoxilina-eosina. El informe de la biopsia fue de
lesi6n con multiples espacios rellenos de sangre alterndandose
con areas més sélidas, revestidos de una capa simple de célu-
las indiferenciadas, sugestiva de quiste 6seo aneurismaético de
caracteristicas agresivas.

Dadas las caracteristicas de la lesion, la paciente es deriva-
da a nuestro hospital para tratamiento.

Una vez en nuestro hospital, el primer tratamiento que se
instaura tras realizar una arteriografia (planteada con fines
diagnéstico y terapéutico de embolizacién —este tltimo se des-
cart6—) es la inyeccion intraquistica de Ethibloc® (20-8-2001).
Se realiz6 de forma percutanea guiada por radioscopia.

En los seguimientos sucesivos se observa que la lesion sigue
aumentando de tamario y destruyendo mas cortical (figs. 3 y
4), por lo que se realiza nueva biopsia, que informa de quiste
6seo aneurismatico, y se decide intervenir quirurgicamente
(25-9-2001). En ésta se practica, a través de un abordaje poste-
rior de la articulacién del codo, la reseccién en bloque de la tu-
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moracion y su sustitucion por injerto libre intercalar autélogo
no vascularizado de peroné, de unos 6,5 cm de longitud, e in-
jerto de banco, que se estabiliz6 con una aguja de Kirschner,
que se retiré 3 meses despusés (fig. 5).

Tras esta intervencién es dada de alta y derivada al servicio
de rehabilitacién.

Present6 una nueva recidiva en mayo de 2002. Radiografi-
camente se observa que aparece de nuevo una lesién litica y
expansiva que interrumpe la cortical posterior (fig. 6). Se in-
terviene de nuevo realizandosele legrado radical més injerto
de banco y sustituto 6seo (Osteoset®) (fig. 7). El injerto de pero-
né estaba integrado y no estaba afectado por la tumoracion. El
estudio anatomopatolégico de la muestra informé de quiste
6seo aneurismatico.

Fig. 5. —Postoperatorio inmediato tras la primera inter-

vencion. Reseccion en bloque de la tumoracion y sustitu-

cion por injerto autélogo intercalar de peroné, osteosintesis
con aguja de Kirschner.

Fig. 5. —5 Immediate post-surgery after the first interven-
tion. Block tumour resection and replacement by intercala-
ted autologous fibula bone graft.

Fig. 6. —Recidiva en mayo de 2002.
Fig. 6. —Recurrence in May 2002

Fig. 7. —Radiografia tras legrado e injerto.

Fig. 7. —Radiography after curettage and bone graft.
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Fig. 8. —Radiografia a los 4 meses del legrado e injerto.

Fig. 8. —Radiography at 4 months after curettage and
bone graft.

Posteriormente se remitié de nuevo al servicio de rehabili-
tacién donde siguié un programa de fisioterapia intensa. En la
imagen radiogréfica a los 4 meses del legrado e injerto se ob-

serva la osteointegracién del injerto y la no evidencia de lesion
(fig. 8) (25-9-2002).

RESULTADOS

En enero de 2004 esté libre de enfermedad con
el siguiente rango de movimiento, flexién de 100°,
extension de —10°, pronacion y supinaciéon de 60°.

Sélo presenta una ligera deformidad del codo en
varo (figs. 9 y 10) que funcionalmente es tolerable y
un ligero acortamiento de la extremidad por la lesién
que se produjo en el cartilago de crecimiento (fig. 11).

DISCUSION

Aunque la RM es una muy buena prueba com-
plementaria para el diagnéstico de este tumor, en
nuestro caso no se ha realizado debido a que,

Figs. 9 y 10. —Imagen clinica final: ligera deformidad en
varo y adecuada movilidad (diciembre 2003).

Figs. 9 and 10. —9 and 10 Final clinical image: slight defor-
mity in varus position and adequate mobility. (Dec. 2003)
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Fig. 11. —Resultado final: no hay evidencia radiografica de
lesién tumoral (diciembre 2003).

Fig. 11. —Final result: there is no radiological evidence of
the tumour lesion.

cuando fue remitido a nuestro servicio, ya se le
habia practicado una biopsia que confirmaba el
diagnéstico clinico previo.

Actualmente se propone la inyeccién intralesio-
nal de agentes fibrogénicos y tromboblasticos
como una alternativa a la cirugia, ya que es un
tratamiento eficaz, seguro y minimamente invasi-
vo?-?5. A veces es necesario repetir la infiltracion,
y como efectos adversos se describe la reaccion lo-
cal como el mas frecuente. No obstante pueden
darse complicaciones mas graves?.

Cuando fracasa este tipo de tratamiento hay
que recurrir a la cirugia, ya sea con extirpacion en
bloque de la lesiéon o mediante el legrado de la ca-
vidad y relleno con injerto 6seo autélogo o hetero-
logo. En los estudios publicados, las 2 formas de
tratamiento muestran buenos resultados clinicos
y radiograficos?!?22527,

Hay 2 estudios recientes publicados acerca
del Ethibloc® en este tipo de tumor. En el traba-
jo de Adamsbaum et al?! se utilizé el Ethibloc®
en 17 pacientes de entre 2 y 18 anos; 14 sélo
precisaron una infiltracién y 3 una inyeccién su-
plementaria; el seguimiento medio fue de 5 afios
y los resultados fueron: en 14 se consiguié6 la re-
misién completa, demostrada por un aumento
de la cortical y del grosor de los septos; en los
otros 3 hubo una progresion rapida tras la infil-
tracién, por lo que hubo que recurrir a la ciru-
gia. En el otro estudio, Dubois et al?? utilizaron
2 agentes para la escleroterapia, el Ethibloc® en
14 pacientes y el Histoacryl glue en 3; se hizo
un seguimiento de 2 a 9 anos y se consideré un
resultado excelente si quedaba menos del 20%
de la lesion; el resultado fue excelente en el 94%
de los pacientes, en 9 pacientes hubo que repe-
tir la infiltracién de 2 a 5 veces.

Se ha demostrado que, después del legrado, la
lesion persiste en un 25% de los casos por lo que
es aconsejable realizar una reseccién amplia siem-
pre que sea posible, como se ha realizado en nues-
tro paciente.

Marcove y otros autores han utilizado con éxito
la crioterapia adyuvante con nitrégeno liquido
después del legrado. Muchos autores desaconse-
jan el uso de la radioterapia por el riesgo de que
se produzcan cambios sarcomatosos.

También se ha descrito la embolizacion arterial
a través de un catéter y la ablacién con radioiséto-
pos como el 32 P fosfato crémico®.

En nuestro caso, el primer tratamiento con in-
yeccion intralesional de Ethibloc® no fue efectivo;
en los controles sucesivos se observé un aumento
importante en el tamario de la lesion; por ello, y
por las caracteristicas radiograficas, se consider6
no repetir la inyeccién intraquistica de Ethibloc® y
recurrir directamente a la cirugia; para ello no se
realiz6 nueva biopsia.

El diagnéstico diferencial a cualquier edad debe
realizarse con el quiste 6seo esencial y el fibroma
condromixoide y tras la madurez esquelética con
el tumor de células gigantes.

CONCLUSIONES

— Aunque los quistes 6seos aneurismaticos son
tumores benignos que responden general-
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mente bien al tratamiento con esclerosantes, — Histologicamente, el diagnéstico diferencial mas
a veces evolucionan de forma térpida y recidi- importante hay que hacerlo con el osteosarcoma
vante, por lo que son necesarias varias cirugi- telangiectasico y distinguir el osteosarcoma de
as y, en los nifnos, se pueden comprometer las un quiste 6seo aneurismatico secundario.
articulaciones adyacentes. —El tratamiento con Ethibloc® supone una al-
El diagnéstico diferencial radiolégico a cual- ternativa a la cirugia para este tipo de lesio-
quier edad debe realizarse con el quiste 6seo nes, tratdndose de una técnica minimamente
esencial y el fibroma condromixoide y tras la invasiva, segura y eficaz. Si fracasa la inyec-
madurez esquelética con el tumor de células cién intraquistica de Ethibloc®, la alternativa
gigantes. es la cirugia.
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Cisti ossea aneurismatica gigante nell’omero

RIASSUNTO

Obiettivi. Presentare un caso di cisti ossea aneurismatica nell’'omero distale con recidiva.

Paziente e metodo. Bambina di due anni con cisti ossea aneurismatica nella metafisi distale dell’omero destro,
trattata senza esito positivo con iniezione intraossea sclerosante di Ethibloc®. L’evoluzione della patologia ha regis-
trato un gran aumento delle dimensioni della cisti che ha reso necessaria l’exeresi e 'innesto autologo di perone.
Dopo un anno si & presentata una recidiva per la quale & stato necessario un nuovo intervento chirurgico con sbri-
gliamento radicale e innesto.

Risultati. Buona evoluzione con ricostruzione della metafisi omerale, seppur con deviazione tollerabile della
scapola in varo, e soddisfacente ripresa funzionale.

Conclusioni. Sebbene le cisti ossee aneurismatiche siano tumori benigni che rispondono generalmente bene al
trattamento con sclerosanti, talvolta evolvono in modo torpido e recidivante. Richiedono quindi vari interventi chi-
rurgici e possono compromettere, nei bambini, le articolazioni adiacenti.

Kyste osseux anévrysmal géant sur ’'humérus

RESUME

Objetifs. Exposer un cas de kyste osseux anévrysmal sur 'humérus distal avec récidive.

Patiente et méthode. Petite fille 4gée de deux ans présentant un kyste osseux anévrysmal sur la métaphyse dis-
tale de ’humérus droit. Cette enfant avait été traitée sans succes par injection intra-osseuse sclérosante d’Ethibloc®.
L’évolution se fit vers une grande augmentation de taille, ce qui imposa une exérese et une autogreffe du péroné.
Une année plus tard, une récidive obligea a pratiquer une nouvelle intervention avec curetage radical et greffe.

Résultats. Bonne évolution avec reconstruction de la métaphyse humérale, bien qu’avec une déviation tolérable
de la palette humérale en varus, et récupération fonctionnelle satisfaisante.

Conclusions. Bien que les kystes anévrismaux soient des tumeurs bénignes qui répondent généralement bien
au traitement avec des sclérosants, 'évolution est quelquefois torpide et récidivante, ce qui impose plusieurs chirur-
gies qui, chez les enfants, peuvent mettre en jeu les articulations adjacentes.

Stark ausgeprigte aneurysmatische Knochenzyste des Humerus

ZUSAMMENFASSUNG

Ziele. Vorstellung des Falles einer aneurysmatischen Knochenzyste des distalen Humerus mit Rickfall.

Patient und verfahren. Zweijdhriges Maddchen mit aneurysmatischer Knochenzyste in distaler Metaphyse des
rechten Humerus, die erfolglos mit sklerosierender Intraossér-Injektion von Ethibloc® behandelt wurde und die
stark an Gréfle zunahm, so dass eine Ektomie und ein autologes Transplantat aus dem Wadenbein notwendig wur-
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den. Nach einem Jahr kam es zu einem Riickfall, der einen neuen Eingriff mit radikalem Kiirettieren und Einset-
zen eines Transplantats notwendig machte.

Ergebnisse. Gute Entwicklung mit Neubildung der Metaphyse des Humerus, jedoch mit annehmbarer Abwei-
chung des Schulterbeins nach innen. Zufriedenstellende Wiederherstellung der Bewegungsfunktion.

Schlussfolgerungen. Obwohl es sich bei aneurysmatischen Knochenzysten um gutartige Tumore handelt, die im
Allgemeinen gut auf die Behandlung mit sklerosierenden Injektionen ansprechen, verlduft die Entwicklung in man-
chen Fillen jedoch torpide und mit Riickfillen und erfordert wiederholte chirurgische Eingriffe. Dabei konnen bei
Kinder auch die angrenzenden Gliefmaflen betroffen werden.
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