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Nota clinica

Mujer de 58 afos con deterioro clinico, anemia grave, y masa tumoral N

Check for

periprotésica 14 anos después de una artroplastia de cadera
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Caso clinico

La paciente de 58 afios, natural de Espafia, no tenia alergias
medicamentosas conocidas ni presentaba habitos téxicos. Como
antecedentes, referia hipertension arterial y enfermedad de Perthes en
la cadera izquierda desde la infancia (necrosis transitoria idiopatica de
la epifisis de cabeza de fémur). Por las secuelas degenerativas de esta le-
sién, precisé una proétesis total de cadera a la edad de 41 afios (afio
2004). Los componentes de la prétesis fueron no cementados en el
fémur y en el acetabulo, y el par de friccion fue de ceramica-ceramica.
La intervencién quirGrgica mejoré notablemente la clinica dolorosa, la
funcién y la calidad de vida de la paciente. Tras 14 afios, comenzé a
presentar dolor continuo, progresivo y limitante en la cadera izquierda
por el que acudio6 al Servicio de Urgencias de varios centros de salud.
Radiolégicamente no se evidencié alteracién alguna (fig. 1). Unica-
mente, se pautaron analgésicos. Posteriormente, present6 una tumor-
acion de crecimiento lento en la regién inguinal izquierda.

En el afio 2019, la paciente fue ingresada en otro hospital por
presentar anemia aguda, pérdida de peso progresiva y dolor en la cadera
izquierda. Precisé transfusion de sangre y fue derivada al Servicio de
Ortopedia. Se orienté como una infeccién periprotésica de cadera, por
lo que se realiz6 el tratamiento estindar para esta complicacion:
recambio en 2 tiempos de la prétesis de cadera. El 26 de septiembre
de 2019, se realiz6 la extraccién de la prétesis y se coloc6 un espaciador
articulado prefabricado de cadera cargado con antibi6ticos (van-
comicina y gentamicina), cuyos objetivos son curar la infeccién, evitar
mayor defecto 6seo en casos sépticos y ofrecer estabilidad de la
cadera hasta la implantacién de una prétesis definitiva (fig. 2A).
Como complicacién inmediata de la cirugia, la paciente presenté una
hemorragia masiva de la herida, que no requirié reintervencién. Los
cultivos intraoperatorios revelaron la presencia de Cutibacterium Acnes
en una de las 5 muestras obtenidas. El 24 de octubre de 2019, se realiz6
el segundo tiempo de recambio de cadera implantandose una proétesis
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de revisién con un vastago modular no cementado y cerclajes para
fijar los fragmentos de osteotomia, mas un cétilo no cementado
(Fig. 2B). Como complicacién en el postoperatorio inmediato, la
paciente presenté nuevamente una hemorragia masiva detectada por
angiografia por tomografia computarizada (TC) que precisé de una
embolizacion de ramas de circunfleja femoral lateral, rama ptbica de
la arteria epigastrica inferior y rama de la arteria glttea inferior.

Cinco meses después, ante la persistencia de dolor limitante y un
aumento del volumen del tercio proximal del muslo, se realizaron 2
biopsias de la lesion litica tumoral alrededor de la prétesis de la cadera
izquierda. La primera una puncién aspirativa con aguja fina (PAAF)
guiada por ecografia, la cual no pudo descartar un proceso neoplasico.
Por lo que, en mayo de 2020, la paciente fue derivada a otro hospital
para la segunda biopsia, en este caso guiada por TC, y la cual confirmé
la ausencia de malignidad. Los controles radiolégicos progresivos
revelaron un aumento progresivo de las zonas de ostedlisis en el
acetabulo y en el tercio proximal del fémur (fig. 3A y B).

En junio de 2020, la paciente se derivd a nuestro centro
objetivindose un deterioro clinico importante, anemia importante, y
una masa tumoral dolorosa en el tercio proximal del muslo izquierdo
de 70 cm de diametro (fig. 4). En los andlisis de sangre destacaba:
hemoglobina 8,3 g/dL, hematocrito 27,9%, leucocitos 18,05 x 10%/L,
fibrin6geno 7,92 g/L, ferritina 3,307 ng/mL; transferrina 115 mg/dL,
hierro 18 pg/dL, velocidad de sedimentacién globular 120 mm/h,
proteina C reactiva 30,05 mg/dL y creatinina 0,43 mg/dL. Las
radiografias de cadera izquierda mostraban oste6lisis importante del
fémur proximal alrededor del vastago y ostedlisis acetabular alrededor
del cétilo. La resonancia magnética (RN) revel6 una gran coleccién
hemorragica de 20 x 15 x 16 cm en el compartimento medial de los
musculos aductores, rodeando la prétesis de cadera, con una capsula
engrosada y areas de fina calcificacién (fig. 5). Se realizé una TC
toraco-abdomino-pélvica y una tomografia por emisioén de positrones-
TC (PET/TC), que revelaron mdltiples imagenes nodulares y seudo-
nodulares con leve hipermetabolismo en el pulmén derecho. La
PET/TC mostré una gran coleccién periprotésica coxofemoral izquierda,
con centro ametabdlico y periferia heterogéneamente hipermetabélica,
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Figura 1. Prétesis total de cadera izquierda, con componentes femoral y acetabular no
cementados. Par de ficcién ceramica-cerdmica.

que se acompaifiaba de lisis 6sea en el techo acetabular/hueso iliaco, y
protusién endopélvica. Posteriormente, se realizé una biopsia con
aguja gruesa (BAG) guiada por ecografia.

Diagnéstico diferencial

En resumen, se trata de una mujer de 58 afios que fue derivada
a nuestro centro con un deterioro clinico acusado, anemia intensa, y
una masa tumoral dolorosa en el tercio proximal del muslo izquierdo.
Se consideraron como posibilidades diagndsticas las siguientes
opciones.

La masa tumoral dolorosa que presentaba la paciente en el tercio
proximal del muslo encamind inicialmente el diagnéstico hacia un
seudotumor protésico por particulas de desgaste. Las masas alrededor
de las artroplastias totales de cadera fallidas o estables, han sido bien
documentadas y descritas mas comiinmente como seudotumores de
una reaccién granulomatosa a las particulas generadas por el desgaste
normal del polietileno o de las particulas de metal. Estos seudotumores
también pueden ser producto de un desgaste o aflojamiento precoz de
los componentes de la prétesis de cadera'. Los seudotumores también
se han descrito en asociacién con la ostedlisis femoral y acetabular
periprotésica®. El estudio histolégico de un seudotumor protésico por
particulas de desgaste presenta tipicamente una infiltracién histiocitica,
haciendo probable el diagnéstico de reaccién a cuerpo extrafio. La
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evolucion agresiva y rapidamente progresiva de la ostedlisis del fémur,
y el aumento de la masa tumoral del tercio proximal de muslo izquierdo
hacen poco probable este diagnéstico.

La infeccion articular periprotésica (IAP) es la complicacién mas
devastadora de la cirugia ortopédica. Actualmente, el diagnéstico de la
IAP de la cadera y de la rodilla todavia sigue siendo un gran reto, ya
que no existe una prueba que permita un diagnéstico preciso. El
diagnéstico de la IAP se basa pues en una combinacién de los hallazgos
clinicos, los resultados de laboratorio de la sangre periférica y el liquido
sinovial, los cultivos microbioldgicos, la evaluacion histolégica del tejido
periprotésico y los hallazgos intraoperatorios®. Nueve meses antes, esta
paciente ya habia sido sometida a un recambio de protesis de cadera en
2 tiempos mas tratamiento antibidtico prolongado como tratamiento de
la infeccién articular periprotésica que se consideré en otro hospital. Por
este motivo, asi como por la evolucién clinica de la tumoracién del
fémur proximal y el deterioro clinico que presentaba la paciente, se
descart6 de nuevo el diagndstico de IAP.

El crecimiento lento y persistente durante mas de un mes después
del evento inicial de la masa del tercio proximal del muslo podia
indicar un hematoma crénico expansivo, tal y como describieron
Reid et al.#, a partir de 6 casos en 1980. Estas son entidades raras, y
en la bibliografia médica Ginicamente se recogen 2 casos en el
contexto de la artroplastia total de cadera. Se han descrito unos 40
casos de hematomas crénicos expansivos, la mayoria de los cuales
se localizan en el térax o el pecho, y ninguno estaba asociado a una
artroplastia total de cadera. Se trata de una entidad clinica tan poco
frecuente en una artroplastia de cadera, que se desestimé este
diagnéstico y tinicamente se barajé como una posibilidad diagnéstica
alternativa en tltima instancia.

Otro dato que merecia especial atencién en esta paciente, era el
aumento progresivo de la ostedlisis en el acetabulo y en el tercio proxi-
mal del fémur. La enfermedad de Gorham-Stout (EGS) es una rara
condicién mono o poliostética caracterizada por una proliferacién
intradsea idiopatica de estructuras angiomatosas que dan lugar a una
destruccién y reabsorcion del hueso. Poco se conoce sobre el curso de
la enfermedad. Gorham y Stout” describieron esta entidad concluyendo
que «la ostedlisis progresiva esta siempre asociada a una angiomatosis
de vasos sanguineos y a veces de vasos linfaticos, que aparentemente
son responsables de la misma». En la actualidad, se han descrito
alrededor de 300 casos de EGS. No obstante, el diagndstico puede
ser dificil y los resultados del laboratorio suelen ser normales. Las
radiografias locales pueden mostrar inicialmente radiolucencias
inespecificas en forma de parches, mientras que la ostedlisis dsea
progresiva puede observarse posteriormente. El diagndstico final se
basa en el examen histopatolégico de una muestra de biopsia de los
huesos afectados®. Dada la excepcionalidad de la EGS, que nunca
previamente ha sido descrita alrededor de una prétesis, y el resultado
de la biopsia en esta paciente, se descart6 esta posibilidad diagnéstica.

En cuanto a la anemia grave que padecia la paciente, alcanzando
valores de hemoglobina de hasta 6,8 g/dL, cabe destacar que el sangrado
incontrolable es el aspecto mas caracteristico del angiosarcoma. En la
mayoria de los casos publicados de tumores malignos alrededor de la
protesis, las BAG iniciales son negativas, por lo que el diagnéstico
suele ser tardio. Con frecuencia, la BAG es negativa porque la reaccién
a cuerpo extrafio podria haber cubierto la condicién mas relevante del
angiosarcoma epitelioide’'°. Esta situacién sugiere que en aquellos
casos con ostedlisis intensa y progresiva asociada a grandes masas
alrededor de la prétesis, sea aconsejable una biopsia incisional. El
angiosarcoma periprotésico debe considerarse realmente como un
diagndstico en un paciente que presenta hemorragia incontrolable,
pérdida de peso y ostedlisis masiva.

Diagnéstico clinico del Dr. Ernesto Guerra

Tumor maligno periprotésico, tipo fibrohistiocitoma maligno u
osteosarcoma.
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Figura 2. Imagen radiolégica que muestra el espaciador articulado prefabricado en primer tiempo de recambio de cadera. B) Imagen radiol6gica que muestra la prétesis de revision en
segundo tiempo de recambio de cadera.

Enero 2021

Figura 3. La linea roja muestra la osteolisis del acetdbulo; la linea amarilla identifica la lesién tumoral de partes blandas periprotésica; y el drea azul sefiala el trocanter mayor del fémur. A).
Mayor aumento de la masa tumoral, lesién osteolitica del acetdbulo y atin persistencia del trocanter mayor. B). Transcurridos 2 meses, se observa lisis completa del trocanter mayor
(ausencia de area azul), aumento del tumor de partes blandas y mayor lisis del fémur proximal.
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Figura 4. Imagen clinica de la masa tumoral del tercio proximal del muslo izquierdo de
70 cm de didmetro.

Discusion anatomopatolégica

El procedimiento diagnéstico consistié en una biopsia incisional
de la lesién. En la muestra remitida, se observé una proliferacién
densamente celular de patrén papilar y reticular con midltiples
hendiduras. La celularidad presentaba un ntcleo aumentado de
tamafio, con marcada atipia, frecuentes nucléolos y figuras de
mitosis. El citoplasma era escaso, eosinéfilo y bien delimitado. Esta
celularidad atipica se extendia por el espesor de las papilas, asi
como por areas de tejido colagenizado adyacentes (fig. 6A y B).
En la muestra remitida se incluian otros fragmentos de tejido
fibroso, asi como material fibrinohematico. En el estudio inmuno-
histoquimico, se observé una expresién intensa y difusa en las células
tumorales de citoqueratinas AE1/AE3, CD31, ERG y moderada para
CD34. El indice de proliferacion celular (ki67) superaba el 40% en
las areas de mayor actividad (fig. 7). Con estos hallazgos morfolgicos
y el perfil inmunohistoquimico, se establecié el diagnéstico de
pseudoangiosarcoma Masson.
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Segln la Gltima clasificacién de tumores de partes blandas de la
Organizacién Mundial de la Salud 2020 (tabla 1)'?, el angiosarcoma es
una neoplasia vascular maligna que comparte caracteristicas
morfolégicas e inmunohistoquimicas con las células endoteliales.
Representa el 2% de todos los sarcomas y puede desarrollarse en
cualquier tejido de las partes blandas''~!4. Suele presentarse de manera
espontanea, pero se han descrito pocos casos desarrollados sobre
lesiones prexistentes como hemangioma arterio-venoso y hemangioma
capilar intramuscular'®. Desde el punto de vista epidemiolégico parece
ser mas frecuente en la séptima década de vida''"'3.

En el presente caso, la tumoracién mostré un patrén arquitectural
papilar que se asemeja a las lesiones vasculares tipo Masson, que son
lesiones intravasculares benignas caracterizadas por una proliferacién
papilar endotelial. No obstante, la marcada atipia citolégica, la presencia
de mitosis y un foco de necrosis, asi como el caracter infiltrativo de las
células, sugieren un diagnéstico de malignidad. No se puede descartar
que el angiosarcoma descrito pueda haber asentado sobre una lesién
preexistente vascular. Como se mencioné anteriormente, existen
escasos casos descritos sobre lesiones vasculares benignas. Rossi et al.,
describieron 4 de estos casos, todos ellos con un componente mixto
benigno y maligno en la pieza, y uno de ellos con un foco de arquitectura
papilar que sugeria un remanente de un probable tumor de Masson'>.

En cuanto a la etiopatogenia, se han descrito como factores de riesgo
el antecedente de radiacion, el linfedema crénico y ciertos sindromes
familiares''~'3. La relacién de este tumor con la presencia de material
extrafio se ha resefiado en aislados casos, en particular con injerto vas-
cular Dacron o prétesis articular ortopédica'”. Se ha descrito ademas
un alto riesgo de desarrollar sarcoma de partes blandas en los pacientes
con reemplazo de cadera metal/metal''7.

Diagnéstico
Pseudoangiosarcoma Masson de partes blandas.

Evolucién

La paciente inici6 tratamiento de quimioterapia con paclitaxel
semanal mads radioterapia antidlgica con intencién paliativa. Tras
8 meses de tratamiento, debido al buen control de la enfermedad a
nivel sistémico, y dada la progresion de la zona de tumor en la pelvis
(pseudoangiosarcoma Masson), finalmente se consideré realizar una
cirugia radical con hemipelvectomia externa. Esta intervencién
quirdrgica (fig. 8) se llevé a cabo en agosto de 2021, y de la cual se
encuentra en fase de recuperacion en el momento de la presentacién
de este caso clinico.

Figura 5. Imagenes de los cortes sagital (A), axial (B) y coronal (C) de laRMN que revelan una masa tumoral periprotésica de cadera izquierda con tamaiio de 20 x 15 x 16 cm identificada

en la imagen mediante el espacio comprendido por dentro de la linea amarilla.
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Figura 6. A) Imagen histolégica de la lesién. Marcada celularidad atipica (—). Hematoxilina-eosina, 400 x ). B) Imagen histoldgica de la lesion. Patrén papilar (*) con celularidad atipica (-).
(Hematoxilina-eosina, 400 x ).
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Figura 7. Perfil inmunohistoquimico de la lesién: A) Expresion intensa y difusa de CD31 (200x) (- tincién de coloracién marrén). B) Expresién intensa y difusa de CKAE1/AE3 (200x) (—
tincién de coloracién marrén). C) Indice de proliferacién celular (Ki67) superior al 40% (200x).

Tabla1
Tumores vasculares de partes blandas

1. Hemangiomas

2. Hemangioma sinovial

3. Angioma intramuscular

4. Malformacién arteriovenosa/hemangioma
5. Hemangioma venoso

6. Hemangioma anastomosante

7. Hemangioma epitelioide

8. Linfangioma y linfangiomatosis

9. Angioma en penacho y hemangioendotelioma kaposiforme
10. Hemangioendotelioma retiforme

11. Angioendotelioma papilar intralinfatico
12. Hemangioendotelioma compuesto

13. Sarcoma de Kaposi

14. Hemangioendotelioma seudomiogénico
15. Hemangioendotelioma epitelioide

16. Angiosarcoma

Fuente: WHO''.

Figura 8. Imagen radioldgica posterior a la cirugia de hemipelvectomia externa.
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Conclusiones

Los pacientes con artroplastia total de cadera metal-metal, no solo
estan expuestos a un solo metal, sino a un «cdctel» de iones metalicos
que incluyen cromo, cobalto, titanio, niquel y molibdeno, de los cuales
al menos 2 son potencialmente cancerigenos (cromo y niquel), y uno
es posiblemente cancerigeno (cobalto).

La Agencia Internacional para la Investigacién del Cancer (IARC) ha
clasificado al cromo y niquel en el grupo 1, «cancerigeno para los seres
humanos». El cromo (VI) en particular es cancerigeno a través del
dafio directo del ADN.

Los estudios con un seguimiento de mas de 10 afios sugieren un
mayor riesgo de mortalidad en la artroplastia total de cadera metal/
metal en comparacién con la artroplastia total de cadera sin friccion
metal/metal'’.

Responsabilidades éticas

Se han seguido las recomendaciones del Centro para la publicacién
de datos de pacientes.

Financiacién
Ninguna.

Conflicto de intereses

Ninguno.
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