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Resumen

os tumores pardos son una forma rara de manifestacion

del hiperparatiroidismo; pueden afectar cualquier hue-

so del cuerpo como lesiones Unicas o multiples, pero
es bastante inusual que afecten la columna. EI compromiso
espinal se acompafia de sintomas neurolégicos severos, y en
la mayoria de los casos reportados, se ha recurrido a la inter-
vencién neuroquirdrgica de la lesion para resolver este tipo de
manifestaciones clinicas.

Presentamos el caso de un tumor pardo espinal, como pri-
mera manifestacidon de un hiperparatiroidismo primario, que
fue tratado solo con paratiroidectomia y que no requirié nin-
guna intervencién neuroquirirgica para obtener una recupe-
raciéon completa de los sintomas neurolégicos.

La reseccién del tumor, busca mejorar los sintomas mo-
tores por compresion o establecer un diagnéstico histolégico
por sospecha de malignidad. Sin embargo, debido a que los
tumores pardos en el hiperparatiroidismo primario ocurren
por la accion de la paratohormona, estos podrian desaparecer
completamente, normalizando los niveles de dicha hormona
en sangre. En algunos casos se podria contemplar la posibili-
dad de no intervenir la lesidn espinal y resolver inicialmente
el hiperparatiroidismo.
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Abstract

Brown tumors are a rare form of manifestation of a primary
hyperparathyroidism; They can affect any bone in the body as
single or multiple lesions, but the appearance of these lesions in
the spine is quite unusual. When spinal involvement occurs, it is
accompanied by severe neurological symptoms and in most of
reported cases, the neurosurgical intervention of the lesion has
been used to resolve this type of clinical manifestations.

We present the case of a spinal brown tumor as the first
manifestation of a primary hyperparathyroidism that was
treated with parathyroidectomy alone and did not require any
neurosurgical intervention to obtain a complete recovery of the
neurological symptoms.

Resection of the tumor, seeks to improve motor symptoms by
compression or establish a histological diagnosis for suspected
malignancy. However, because brown tumors occur due to the
action of the paratohormone, a complete disappearance of the
lesion could occur as the hormone levels normalizes. In some
cases, the possibility of not intervening the spinal lesion could
be contemplated and initially resolve the hyperparathyroidism.

Key Words: “Osteitis Fibrosa Cystica’, “Primary Hyperpa-
rathyroidism”y “Bone Neoplasms”

Introduccion

El hiperparatiroidismo primario (HPTP) es una de las en-
docrinopatias mas frecuentes que afecta alrededor del 1% de
la poblacién adulta, ademas, es la principal causa de hipercal-
cemia en el ambito ambulatorio y hasta el 80% de los pacientes
no presenta ningin sintoma al momento del diagnéstico®?.

Las manifestaciones 6seas del HPTP se reportan cada vez
con menos frecuencia. En las primeras décadas del siglo XX,
cuando se consideraba esta condicién como una enfermedad
poco frecuente, hasta el 70% de los pacientes tenian alguna
alteracion esquelética asociada®, como lo confirman los casos
colombianos diagnosticados en la segunda mitad del siglo XX
(3 A); sin embargo, con el cambio en la forma como se hace la
medicién de calcio y el uso de detectores multicanal a partir
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de la segunda mitad del siglo XX, el HPTP asintomaético se ha
hecho cada vez mas prevalente y las manifestaciones esquelé-
ticas se reportan en menos del 6% de los pacientes(®.

Las manifestaciones esqueléticas mas comunes del HPTP
incluyen el dolor 6seo, la baja densidad mineral y las fracturas
por fragilidad. Es de anotar que estos pacientes usualmente se
presentan con otras manifestaciones de la enfermedad como
sintomas neuropsiquiatricos, manifestaciones renales y de-
bilidad muscular. Los tumores pardos (TP) u osteoclastomas
son una forma muy rara de manifestacion del HPTP. Pueden
afectar cualquier hueso del cuerpo como lesiones unicas o
multiples pero es bastante inusual que afecten la columna®™,
El compromiso espinal se acompafia de sintomas neuroldgicos
severos y, la mayoria de las veces, se recurre a la intervencion
quirdrgica de la lesién espinal®.

Presentamos el caso de un tumor pardo espinal, como pri-
mera manifestacién de un hiperparatiroidismo primario que
fue tratado solo con paratiroidectomia.

Presentacion del caso

Paciente masculino de 49 afios, previamente sano, con-
sulta inicialmente a un servicio de ortopedia por debilidad
progresiva en los miembros inferiores, sin otros sintomas.
Dentro de los estudios iniciales en una resonancia magnética
de columna, se reporta una lesion a nivel de T2 y es llevado a
una cirugia para descompresion de la columna con una sospe-
cha de un tumor maligno en columna vs una metastasis de un
primario por esclarecer. El estudio del tejido obtenido reporta
“Fragmentos de tejido 6seo constituido por espiculas éseas
maduras sin atipia, pero irregulares y comprometidos por un
tumor compuesto por sdbanas de células mononucleares epi-
teliodes de citoplasma eosinoéfilo claro bien definido, niicleos
homogéneos de cromatina granular sin atipia ni mitosis, en-
tremezclados con abundantes células gigantes multinucleados
de tipo osteoclasto. Hay formacion de osteoide. Lesion de cé-
lulas gigantes compatible con tumor 6seo de células gigantes”.
Los sintomas empeoran después de la cirugia, con deterioro
progresivo de la fuerza muscular. En el seguimiento ambula-
torio tenfa varias pruebas sanguineas sin alteracién, excepto
por el valor de calcio sérico 13,5 mg/dl (referencia 8,5 a 10,4
mg/dl) y el reporte de una tomografia que mencionaba una
lesidn litica en una de sus vértebras. Todo esto hace sospechar
un mieloma multiple. Un afio después de la cirugia inicial, es
remitido para una valoracién por endocrinologia en nuestra
institucién y, en ese momento, el examen neuroldgico revelaba
una paraparesia sin pérdida del control de los esfinteres. Se
decidi6 hospitalizarlo nuevamente y dentro de sus estudios
iniciales (tabla 1) tenia una elevacion de la PTH, el calcio séri-
co y la fosfatasa alcalina; en los rayos X simples se report6 una
osteopenia generalizada sin lesiones 6seas liticas, blasticas, ni
quisticas y tampoco presentaba resorcion de las falanges dis-
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tales ni de la clavicula; y en una ecografia de cuello se repor-
taba un posible adenoma de paratiroides inferior izquierdo.
La nueva resonancia magnética de la columna reportaba una
gran lesion a nivel de T2, que comprometia el cuerpo vertebral
y los elementos posteriores, principalmente en el lado izquier-
do, con disminucién severa en la amplitud del canal central
y compresion del saco tecal, del cordén medular, mielopatia
compresiva y estenosis foraminal bilateral T2-T3 de predomi-
nio izquierdo. La lesion es descrita de caracteristica [sointensa
en secuencia T1 e hiperintensa en T2. Se le propuso al paciente
una nueva cirugia de descompresién de la columna, fijacién y
reseccion de la masa, a la cual se neg6 por temor a los riesgos.
Se decidi6 entonces realizar la cirugia de reseccion del ade-
noma paratiroideo. Después de ésta se normalizaron los nive-
les de calcio y se disminuyd de manera sustancial la PTH; y al
tercer dia posoperatorio, el paciente presentaba una marcada
mejoria de la fuerza muscular con recuperacion completa de
la marcha.

Tabla 1. Examenes de laboratorio iniciales del paciente

PRUEBA | VALOR
Calcio 13,6 mg/dl (VR 8,5 -10,4)
Fésforo 2,7 mg/dl (VR (2,3 - 4-6)
Paratohormona 651 pg/ml (VR (10 - 55)
Fosfatasa alcalina 225 Ul/mL (VR (68 - 240)

Revision sistematica de la literatura

Se realiz6 una revision de la literatura en Pubmed, EMBA-
SE, Scielo y Google Scholar con las palabras claves “Osteitis Fi-
brosa Cystica”, “Primary Hyperparathyroidism” y “Bone Neo-
plasms” encontrando 24 casos reportados en inglés y francés
de tumores pardos como manifestacidn inicial de un hiperpa-
ratiroidismo primario®2% (tabla 2).

La mayoria de reportes se han hecho en mujeres entre la
cuarta y séptima década de la vida. Se pudieron obtener datos
del perfil metabdlico del calcio parcial en el 80% de los casos y
total en el 30%. La mayoria de los pacientes en quienes se obtu-
vo el valor de calcio presentaban hipercalcemia al momento del
diagnostico un 60% de ellos con valores superiores a 13 mg/dl,
un 30% con valores superiores a 14 mg/dl; la hipercalcemia se
acompafiaba, en una proporciéon importante, de pacientes de
hipofosfatemia (85%) y el 36% de los pacientes se presentaron
con niveles de paratohormona superior a 1.000 pg/ml.

Casi todos los pacientes presentaron algin sintoma aso-
ciado al tumor (92%) siendo el mas frecuente el compromi-
so motor por compresién. La gran mayoria se recuperaron
completamente después de la intervencién. La reseccion del
tumor pardo acompafiada de paratiroidectomia fue la forma
de tratamiento mas comun, algunos pacientes fueron tratados
solo con paratiroidectomia y, de éstos, solo uno tenia sintomas
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Tabla 2. Revision sistematica de la literatura de tumores pardos espinales

Caracteristicas generales

Edad en afios, mediana (rango) 49 (16-69)
Mujeres 16 (66%)
Calcio, media (DS) 13,1+ 1,4 mg/dl
Fésforo, media (DS) 2,4+ 0,8 mg/dl

Paratohormona, mediana (rango)

948 (50 - 3200) pg/ml

Fosfatasa alcalina, mediana (rango)

1.198 (127 -6.661) Ul/ml

Sintomas al momento de presentacion

Sintomas motores 15 (60%)
Compromiso de esfinteres 6 (24%)
Radiculopatia 10 (40%)
Dolor local en el sitio del tumor 9 (36%)

Nivel espinal afectado

Cervical 3(12,5%)
Dorsal 2 (8%)
Lumbar 12 (50%)
Sacro 7 (29%)

Tratamiento

Reseccién del tumor+ paratiroidectomia 16 (66%)
Solo paratiroidectomia 6 (25%)
Solo reseccion de la masa 2 (8%)

Resultado del tratamiento

Recuperacion completa

22 (92%)

Persistencia de los sintomas

2 (8%)

Reseccién del tumor +
paratiroidectomia

Paratiroidectomia Reseccién del tumor

Recuperacion completa 14 (88%)

6 (100%) 2 (100%)

Persistencia de los sintomas 2 (12%)

0 0

compresivos. La gran mayoria de los pacientes presentaron re-
cuperaciéon completa de los sintomas después de la interven-
cién, independientemente del tipo.

Discusion

Los niveles aumentados de PTH, independientemente de
su causa, producen un aumento en la actividad osteocléstica,
promoviendo la resorcién y la fibrosis dsea, y esto a su vez,
ocasiona una disminucidn generalizada del contenido mineral
y la aparicién de lesiones quisticas, condicién que en su maxi-
ma expresion se denomina Osteitis Fibrosa Quistica (OFQ).
Los tumores pardos (TP) son una forma localizada de la OFQ,
que ocurren por la estimulacién constante de la PTH sobre los
osteoblastos, promoviendo la activacién y la diferenciacion de
los osteoclastos, y su confluencia en células gigantes multinu-
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cleadas, que generan destruccion local con areas hemorragi-
cas y depositos de hemosiderina en su interior, de donde ob-
tienen su nombre@®),

Los TP espinales son una forma de manifestacién inicial
bastante inusual del HPTP que afecta aproximadamente a un
3,0%-4,5% de los pacientes con HPTP y un 1,5%-1,7% de los
HPT secundarios (HPTS)®?”. Los TP espinales parecen seguir
la misma distribucién epidemiolégica, presentandose con ma-
yor frecuencia en las mujeres posmenopausicas? y afectando
la columna dorsal de manera predominante.

La hipercalcemia es un hallazgo frecuente entre los pacien-
tes con HPTP y TP espinales y hasta el 30% de los reportes
cumplirian con el criterio propuesto de hiperparatiroidismo
primario agudo con valores de calcio superior a 14 mg/d1?®.
Adicionalmente, una proporcion importante de estos pacien-
tes cursa con valores bastante elevados de PTH lo cual podria
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hacer pensar en un carcinoma paratiroideo®”; sin embargo,
en ninguno de los casos ésta fue la causa del HPTP.

Los tumores pardos pueden cursar con un amplio espec-
tro de manifestaciones clinicas, desde un estado asintoma-
tico hasta cursar con un cuadro severo como el sindrome de
compresion medular, como consecuencia del crecimiento del
tumor. Los sintomas varian segun su localizacion. En aquellos
que comprometen las vértebras predomina el dolor axial y po-
drian manifestarse con mielopatia, radiculopatia, sindrome de
cauda equina, alteracion en el control de esfinteres y aparicion
de fracturas patoldgicas.

Dentro de los casos reportados, es usual que se realizaran
multiples estudios para enfocar la lesién entre los cuales se
encuentran: radiografias en las que se observan lesiones liticas
Unicas o multiples mal demarcadas en expansion, ademas de
desmineralizacion generalizada. Por otro lado, la tomografia
muestra mejor definicion de la erosion local y extensién pre-
sentada no solo en hueso sino también en tejido blando, que
se intensifica con el medio de contraste; sin embargo, no es es-
pecifica para diagnosticar este tipo de tumores, porque no los
distingue de otro tipo de lesiones. Por dltimo, la Resonancia
Magnética es de gran ayuda en la mejor caracterizacion de las
lesiones y su extensidn, éstas se ven usualmente hipointensas
en la secuencia de T1, hiper o hipointensas en la secuencia de
T2 (esto se lo debe al grado de su componente quistico), con
realce posterior a la administracion del medio de contraste
por su alta vascularizacioén, la formacién de hemorragias intra-
tumorales que generan niveles liquido-liquido. El compromiso
en columna se caracteriza por ser de componente sélido, que
frecuentemente causa destruccion de la corteza y extension a
tejidos blandos (figuras 1 al 4)®.

La biopsia se ha considerado como la prueba de oro para
el diagnostico, y las lesiones se describen como un tumor no
encapsulado que se caracteriza por un estroma fibrovascular
sobrepuesto a numerosas células gigantes multinucleadas.
También se describen macr6fagos con hemosiderina en su
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interior, material de calcificacién y fibroblastos en ocasiones.
Histolégicamente, no es diferente en su morfologia a otras le-
siones constituidas por células gigantes, lo que genera una di-
ficultad al momento de realizar diagndsticos diferenciales?.

En la gran mayoria de casos de TP espinales, el tratamiento
ha sido la resecciéon del tumor, bien sea buscando mejorar los
sintomas motores por compresion, para establecer un diag-
noéstico histolégico o por sospecha de algin tipo de maligni-
dad. Sin embargo, debido a que los tumores son una neoplasia
que ocurre por la proliferacion y la fusién de osteoclastos de-
bido a la accién de la paratohormona, éstos regresan comple-
tamente después de su normalizacién. Es por esto que en algu-
nos casos podria considerarse no intervenir la lesién espinal y
esperar una recuperaciéon completa del paciente, como en
el caso reportado.

Figura 1. Corte transversal con secuencia T2: se
observa lesion que compromete el cuerpo vertebral
y los elementos posteriores principalmente del lado

izquierdo, causando disminucion severa del canal
central con compromiso del saco tecal, cordon medular
y mielopatia compresiva

Figura 2. Secuencia T1: imagen de la derecha sin contraste, imagen de la izquierda con contraste. Notese como la masa
se realza con medio de contraste, lo que evidencia interrupciéon de la membrana basal

http://revistaendocrino.org/

Revista Colombiana de Endocrinologia, Diabetes y Metabolismo 23



Volumen 4, ndmero 3, agosto de 2017

Figura 3. Imagen de la izquierda: secuencia T1. Imagen de la

derecha: secuencia T2. Ambas sin contraste, corte sagital. En las
imagenes se aprecia lesiéon que causa disminucién de la amplitud del
canal vertebral y compresion del canal medular, que se ve con mayor
exactitud en secuencia T2, donde se resalta el espacio medular.
Ademas, se observa, cambios en la altura del cuerpo vertebral

st ¢ Endocrinologia
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Figura 4. Secuencia STIR: supresion de la grasa;
se aprecia que la masa no desaparece en esta
proyeccion, lo que demuestra que la masa no es
de componente graso
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