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FRACTURA PATOLOGICA POR OSTEITIS FIBROSA QUIS-
TICA COMO MANIFESTACION INICIAL EN EL HIPER-
PARATIROIDISMO PRIMARIO: REPORTE DE CASO
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RESUMEN

La osteitis fibrosa quistica, es una lesion no neoplasica rara como consecuencia de
un metabolismo anormal del hueso en el hiperparatiroidismo, el cual puede simu-
lar malignidad al examen clinico y radioldgico. Presentamos el caso de una paciente
mujer de 43 afios, hipotiroidea, que acude por presentar dolory limitacién en la marcha
en miembro inferior derecho; con hallazgos tomograficos compatibles con multiples
areas de lesiones liticas, que abarcan los dos tercios proximales de ambos fémures, asi
como solucién de continuidad en cuello de fémur derecho ; en la ecografia cervical
se evidencia una masa solida-quistica en la regidn supraclavicular derecha con con-
tacto con el borde inferior del lébulo tiroideo derecho . La biopsia demuestra ade-
noma paratiroideo. Se realiza reseccion de fémur proximal derecho con colocaciéon
de una prétesis bipolar de reseccion en cadera derecha, con diagnostico anatomo-
patoldgico concluyente con osteitis fibrosa quistica. Posteriormente se le realiza parat-
iroidectomia inferior derecha con resolucién de la enfermedad.
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SUMMARY

Cystic osteitis fibrosa is a rare non-neoplastic lesion as a consequence of
abnormal bone metabolism in hyperparathyroidism, which can simulate malignancy on
clinical and radiological examination. We present the case of a 43-year-old
female patient, hypothyroid, who presented with pain and gait limitation in the right
lower limb; with tomographic findings compatible with multiple areas of lytic lesions,
covering the proximal two thirds of both femurs, as well as a continuity solution in
the neck of the right femur; cervical ultrasound shows a solid-cystic mass in the right
supra-clavicularregion with contact with the lower edge of the right thyroid lobe. Biopsy
demonstrates parathyroid adenoma. Resection of the right proximal femur was
performed with placement of a bipolar resection prosthesis in the right hip with a
conclusive anatomical-pathological diagnosis with cystic osteitis fibrosa. Subsequent-
ly, a right lower parathyroidectomy was performed with resolution of the disease.

Keywords: Osteitis fibrosa cystica, Lytic lesion, Parathyroid adenoma

INTRODUCCION

El hiperparatiroidismo es una las principales causas de aumento de los niveles de
calcio sérico en la poblacién adulta. Es causado por un incremento en la secrecién de
la hormona paratiroidea (PTH) y es categorizada en primaria, secundaria y terciaria. El
hiperparatiroidismo primario (HPT-P) es consecuencia de una secreciéon anémala por
una glandula paratiroidea auténoma, las principales causas del HPT-P son adenoma
solitario (80-85%), hiperplasia paratiroidea (10-15%) y carcinoma (<1%) [1].

La osteitis fibrosa quistica (OFQ) es una enfermedad poco comun del hueso y ocurre
en fases avanzadas del hiperparatiroidismo primario, en donde niveles elevados de
la hormona paratiroidea, de manera prolongada, resultan en lesiones éseas a con-
secuencia de un incremento de la actividad osteoclastica, produciendo fracturas y
lesiones liticas, siendo estas ultimas diagnosticadas en la radiologia de manera
errénea como malignidad. Entre los principales diagndsticos diferenciales de la
osteitis fibrosa quistica se encuentra el carcinoma metastasico, el quiste éseo, el
osteosarcoma y el tumor de células gigantes [5]. Se reporta el siguiente caso de OFQ
en fémur proximal, en el cual su manifestacion inicial fue fractura de cuello de fémur
simulando malignidad como sospecha diagnostica inicial.

CASO CLiNICO:

Paciente mujer de 43 afos procedente de Lima; con antecedente de hipotiroidismo
en tratamiento con levotiroxina, refiere caida a nivel hace aproximadamente 4 meses,
sin posterior tratamiento. Paciente ingresa por emergencia con clinica de dolor en
cadera derecha, exacerbacion durante la carga de peso y limitacién funcional a la
deambulacion. En la exploracion fisica se encuentra limitacién a la extensién activa
del muslo derecho, sin discrepancia en longitud de miembros, no presenta alteracion
en el exa-men neurolégico y se palpa una tumoracion en regién derecha del cuello.

En hallazgos radioldgicos, se evidencia solucion de continuidad a nivel del cuello de
fémur derecho y multiples zonas radiolucidas bien definidas en fémur proximal de
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manera bilateral (Fig.1). En Tomografia
TAP (Toraco -abdomino-pélvica) se
evidencia patron permeativo éseo con
multiples areas de expansion litica,
cortical y medular, en region proximal
del fémur en ambos lados; y presencia
de lesién mixta heterogénea de 22mmx-
20mm en regién supraclavicular derecho
y mediastino superior (Fig. 2). Se toma
muestra para marcadores tumorales (CA
125,CA19.9, CA15.3y CEA) con resultado
dentro de los valores normales.

Debido al hallazgo clinico de masa
palpable cervical, se decide realizar una
ecografia cervical, donde se encuen-
tra una masa solida-quistica de 39mm
X 23mm X 26mm en region supra-ester-
no-clavicular derecha con contacto en
borde inferior de lébulo tiroideo derecho.
En los analisis de laboratorio se encon-
tré calcio: 11.9 mg/dl (VN: 8.30-10.6 mg/
dl), fosforo de 2.3mg/dl (VN: 2.4-5.10 mg/
dl) y PTH de 1394pg/ml (VN: 11.0-67.0
pg/ml). Es programado para biopsia de
masa para-traqueal derecha con guia
ecografica; como hallazgo se encontré un
adenoma de la glandula paratiroides.

Posteriormente se le realizo una
reseccion del fémur proximal derecho
asociado a la colocacién de una de pré-
tesis bipolar de reseccion en la cadera
derecha (Fig.3), con toma de muestras
para patologia durante el acto opera-
torio (Fig4). Se decide la realizacién de
gammagrafia paratiroidea con Tc99-
sestamibi en el cual se evidencia una hi-
percaptacién patoldgica en polo inferior
delébulotiroideoderecho(LTD)conexten-
sion caudal a mediastino. Se programa
al paciente para realizar una para-ti-
roidectomia inferior derecha, en la cual
se extrae una tumoracion solida de 5cm x
3cm adyacente al borde inferior del LTD.

Posteriormente, los valores de calcio
disminuyen de manera progresiva, con
alta en los dias siguientes, e indicacion
de control por endocrinologia de manera
ambulatoria
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Fig.1: Radiografia: Lesiones radiolucidas
maltiples en fémur proximal bilateral
y solucion de continuidad en base de

cuello de fémur derecho

Fig.2: Tomografia: Lesion mixta
heterogénea de 22mm x 20mm en
region supraclavicular derecho y
mediastino superior
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Fig3. Radiografia : Protesis bipolar
de reseccion en cadera derecha

Figd. Muestra de la reseccion
proximal femoral derecha

Fig5: Pieza de anatomia
patologica donde se evidencia
osteitis fibrosa quistica

DISCUSION

El hiperparatiroidismo primario (HPT-P)
tiene una prevalencia entre el 1-4% de
la poblacién, predomina en mujeres,
con una frecuencia entre 3 a 4 veces
superior a los hombres y con edad
promedio al momento de diagnosti-
co de 55 afios [1,4]. En la actualidad
las presentaciones clinicas han variado
desde pacientes con enfermedad
renal y osea severa a aquellos
asintomaticos o con sintomas leves
como fatiga, debilidad, depresién,
nauseas, constipacion entre otros [1].
Altos niveles de PTH producen un
incremento en la reabsorcién renal
de calcio, fosfaturia, incremento en la
sintesis de 1,24 (OH)2D3 con un incre-
mento en la absorcién gastrointestinal
de calcio, e incremento de la actividad
osteoclastica y resorcién osea. Tipica-
mente el paciente presenta hiper-
calcemia, hipofosfatemia, hipercalciuria
asociados a niveles elevados de PTH [2].

Las complicaciones 6seas del hiper-
paratiroidismo primario han disminuido
en el tiempo, principalmente en los
paises desarrollados, debido a un diag-
néstico temprano por las mejoras en
el tamizaje bioquimico, las cuales se
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desarrollan en una etapa asintomatica
de esta enfermedad y es infrecuente
encontrar un caso tan florido como el
presentado, cuya importancia radica en
el diagnostico diferencial con cancer.

La osteitis fibrosa quistica, cuya primera
descripcién fue en el afio 1981 por Von
Recklinghausen, es una manifestacién
clinica rara del hiperparatiroidismo
primarioprolongado,conprevalenciava-
riable y reportandose disminucién en
los ultimos afios [3].

Los sintomas clinicos incluyen dolor,
debilidad muscular proximal, defor-
midades oOseas y fracturas patolégi-
cas, como en nuestro caso [8].. En los
examenes de imagenes se presen-
tan cambios liticos o quisticos multi-
lobulares bien definidos, por conse-
cuencia el diagnostico diferencial
incluye el carcinoma metastasico, el
quiste 6seo, el osteosarcoma y el tumor
de células gigantes [5].Los hallazgos
histopatoldgicos consisten en resorcion
osteoclastica del hueso ,tejido 6&seo

trabecular engrosado de manera
irregular 'y rodeado de tejido
fibroso, incremento en la cantidad

de osteoblastos y osteoclastos, areas
de granulacién , células inflamatorias
y células gigantes [2].

Cabe recordar que es una patologia
benigna, como consecuencia no
invade tejidos blandos adyacen-
tes y no presenta reaccién perios-
tica, lo cual aleja el diagndstico de
malignidad. ElL  diagnostico  esta
principalmente  determinado  por
la historia clinica, examen fisico,
imagenes y examenes de laboratorio.
Nuestro paciente presento imagenes
sugerentes en la ecografia cervical
asociados a niveles elevados de calcio,
PTH y niveles bajos de fosforo gene-
rando sospecha de un adenoma para-
tiroideo, el cual fue diagnosticado por
biopsia con aguja fina guiado con
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ecografia de la masa para-traqueal
derecha, el cual se identific6 en las
imagenes control.

En el presente caso, el paciente debuta
con fractura de cuello femoral derecho,
dada la importancia del componente
vascular en esta zona y la extension
de las lesiones liticas las cuales abar-
can los dos tercios proximales (Fig.
4), se decide como primera opcion la
colocaciéndeuna prétesis bipolardere-
seccién, realizado por la unidad de
tumores musculo-esqueléticos del
servicio de ortopedia y traumatologia,
con posterior confirmacion a través del
estudio anatomopatoldgico de osteitis
fibrosa quistica (Fig.5)

Si el paciente hubiera sido diagnosti-
cado de manera previa a la fractura, la
opcion de tratamiento seria diferente.
Se han descrito en numerosos estudios,
la reversibilidad de las anormalidades
oseas que se producen posterior a la
para-tiroidectomia [7], sin embargo, el
riesgo aumentado de fractura, puede
dar como una opcién la posibilidad de
fijaciéon en pacientes que son diagnosti-
cados de manera oportuna.

Mediante el uso del indice de Mirels
(tabla 1) [6], el cual indica posibilidad
de ocurrir una fractura patoldgica,
se obtuvo un puntaje en nuestro
paciente de 10, por lo tanto se hubiera
podido optar por un enclavado
profildactico antes que ocurriera la
lesion en el cuello del fémur.

En el presente caso, el tratamiento
quirdrgico del adenoma paratiroideo
resulté en disminucién de los niveles de
calcio y PTH, con lo cual el paciente se
le dio de alta.

En el seguimiento radiografico, se
identificéd recuperacion parcial de las
lesiones dseas en el fémur contralate-
ral a los 6 meses posterior a la cirugia.
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Puntaje 1 2 3

Localizacion Miembro superior | Miembro inferior |Peritrocantérico
Dolor Leve Moderado Funcional
Lesion Blastico Mixto Litico

Tamafo <1/3 1/3a2/3 >2/3

>9: Fijacion profi-
lactica, 8: Consi-
derar Fijacion, <7:
Tratamiento  no
quirurgico

Tabla 1. Sistema de puntuacion de
Mirels

En conclusion, este caso ilustra la
presencia de la osteitis fibrosa
quistica, una lesion infrecuente en la
actualidad debido al tamizaje
bioquimico, como  consecuencia
del hiperparatiroidismo  primario,
el cual presenta hallazgos radio-
logicos de lesiones oseas liticas y
quisticas multilobulares , con niveles
elevados en sangre de calcio y PTH,
conocimientos necesarios para un
adecuado diagnéstico diferencial con
enfermedades que simulan malig-
nidad , y poder ofrecer a los pacien-
tes una alternativa temprana de
tratamiento, con el objetivo de evitar
complicaciones,entreellaslasfracturas
patolégicas.

Declaracion de financiamiento y de
conflictos de interés:

Este trabajo fue realizado con recur-
sos propios de los autores. Asimismo,
declaramos no tener conflicto de
intereses.

REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS
1. Ronald A Delellis. Parathyroid

tumors and related disorders. Modern
Pathology. 2011; 24, S78-593.

2. Ming-Chun Hsieh Jih-Yang
Ko. Pathologic fracture of the distal
femur in osteitis fibrosa cystica sim-
ulating metastatic disease. Arch Or-
thop Trauma Surg. 2004; 124: 498-501.

3. Carmen Aragén Valera. Osteitis
fibrosa quistica como manifestacion
inicial de hiperparatiroidismo prima-
rio. Endocrinol Nutr. 2009; 56(3):140-2.

4, Loek Verlaan, Bart Van Der
Wal. Primary hyperparathyroidism and
pathological fractures: A review Loek.
Acta Orthop. Belg., 2007; 73: 300-305.

5. Waldemar Misiorowski. Osteitis
fibrosa cystica—a forgotten radiolog-
ical feature of primary hyperparathy-
roidism.Endocrine.2017;58(2):380-385.

6. Sang-Hyun Park, MD.Pathologic
FractureoftheFemurinBrownTumorlin-
ducedinParathyroid Carcinoma:ACase
Report. Hip Pelvis.2016; 28(3): 173-177.

Bandeira.  Bone
primary  hyperpara-
Arqg Bras  Endocri-
2014; 58 (5):553-61.

7. Francisco
disease in
thyroidism.

nol Metab.

8. Francisco Bandeira. Hyper-
parathyroidism and Bone Health.
Curr Rheumatol Rep. 2015; 17:48.

REVISTA DE LA SOCIEDAD PERUANA DE ORTOPEDIA Y TRAUMATOLOGIA 25

indice

SIG



