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RESUMEN

Introduccién: Los hemangiomas agresivos constituyen el 1% del total de los hemangiomas vertebrales. Pueden producir dolor,
fracturas, deformidad y compromiso neurolégico, generalmente de larga evolucion. Se han descrito diferentes opciones terapéu-
ticas, pero el manejo 6ptimo sigue sin estar claro. Comunicamos dos casos de paraparesia aguda secundaria a un hemangioma
toracico agresivo, describimos su tratamiento y evolucion. Realizamos una revision narrativa de la bibliografia. Conclusién: Me-
diante la descompresion y la artrodesis tempranas seguidas de radioterapia, se logré la recuperacion neuroldégica completa y el
control de la enfermedad en un seguimiento a mediano plazo.
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Acute Paraparesis due to Aggressive Vertebral Hemangioma. Report of Two Cases and Literature Review

ABSTRACT

Introduction: Aggressive hemangiomas make up 1% of all vertebral hemangiomas. They can produce pain, fractures, deformity
and slowly progressive neurological compromise. Different treatment approaches have been described, but optimal management
remains unclear. We report two cases of acute paraparesis secondary to aggressive thoracic hemangioma, we describe their
treatment and evolution. We carry out a narrative review of the literature on vertebral hemangiomas. Conclusion: Through early
decompression and arthrodesis followed by local adjuvant radiotherapy, we obtained complete neurological recovery and disease
control in a medium-term follow-up.
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INTRODUCCION

Los hemangiomas vertebrales (HV) son los tumores benignos diagnosticados con mas frecuencia en el esqueleto
axial, tienen una incidencia del 10-12% entre la cuarta y quinta décadas de vida.'?> Histolégicamente estdn cons-
tituidos por espacios vasculares revestidos con endotelio separados por tabiques de estroma éseo.’* En general,
son asintomadticos y quiescentes, la mayoria se descubre de manera incidental al realizar una resonancia magnética
(RM) indicada por otros motivos. Afectan principalmente el cuerpo vertebral y, rara vez, se extienden a los com-
ponentes posteriores.’

En los estudios por imagenes, los HV “tipicos” exhiben un patrén caracteristico, focos liticos con trabéculas que
recuerdan un panal de abejas con grandes y largas estrias verticales en la radiografia simple. En la tomografia com-
putarizada, se observan calcificaciones puntiformes irregularmente distribuidas, producto de la coalescencia de las
trabéculas verticales descritas. La RM destaca una imagen hiperintensa tanto en secuencia T1 como en T2 (debido
al predominio del contenido graso), asi como también en secuencias sensibles a los liquidos, STIR, debido a los
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componentes vasculares.”’ Sin embargo, los HV pueden no mostrar estas caracteristicas distintivas cuando hay un
menor contenido graso y mas contenido vascular, son los llamados HV “atipicos”.’

Los HV “agresivos” son la tercera categoria de estas lesiones que, aunque son benignos desde el punto de vista
histolégico, tienen una conducta localmente mds agresiva, corresponden al grado 3 de la clasificaciéon de Enne-
king.® Son poco frecuentes, representan el 1% de todos los HV,” y pueden provocar sintomas, como dolor en el 54%
de los casos, fracturas patoldgicas, deformidad de la columna y compromiso neuroldgico hasta en un 40%.'°* Se
localizan mas frecuentemente en la columna dorsal y la relacién hombre:mujer es 1:1,5.14

El objetivo de este articulo es presentar dos casos de paraparesia aguda debida a hemangiomas toracicos agresi-

vos y realizar una revisién narrativa de la bibliografia sobre el tema.

CASO CLINICO 1

Hombre de 22 afios que consult6 por pérdida progresiva de la fuerza motora en los miembros inferiores asociada
a dorsalgia secundaria a una caida desde su propia altura, siete dias antes. En el examen fisico, presentaba una
fuerza muscular 2/5 para los grupos musculares inervados por L2, L3, L4, L5 y S1, hipoestesia por debajo del
area umbilical, y reflejos rotulianos y aquilianos hiperreactivos. El puntaje de la escala de Nurick'® fue 5 y el de la
escala modificada de la Japanese Orthopaedic Association (mJOA)'® result6 de 9/18. Se diagnostic6 un sindrome
medular incompleto con una paraparesia severa, Frankel C.

Las radiografias mostraron una alteracién de la trama dsea en el cuerpo vertebral de T9 (Figura 1). Se realizé
una tomografia computarizada en la cual no se observé el patrén cldsico puntiforme de los hemangiomas, lo cual
dificult6 el diagnéstico inicial. La RM mostr6é una imagen isointensa en las secuencias T1 y T2 con extension
extravertebral y compromiso del canal medular, mientras que, en la secuencia STIR, la lesién era francamente
hiperintensa (Figura 2).

Figura 1. Caso 1. Hombre de 22 afios. Radiografias anteroposterior (A) y lateral (B)
de columna dorsal. Se observa una alteracion en la trama ésea a nivel de T9 y un colapso leve
del cuerpo vertebral.
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Figura 2. Caso 1. Hombre de 22 afios. Tomografia computarizada de columna toracolumbar. A. Corte coronal.

B. Corte sagital, D. Corte axial. Se observan lesiones liticas, heterogéneas con un patrén permeativo, que alteran la trama
dsea del cuerpo vertebral de T9 con compromiso de las corticales y extendiéndose a espacios paravertebrales y epidural.

Se evidencia el compromiso de ambos pediculos a predominio derecho, con afectacion de la pars y facetas homolaterales.
Resonancia magnética de columna dorsal. C. Corte sagital, secuencia STIR. Se destaca la hiperintensidad de la lesién que
afecta a todo el cuerpo vertebral, generando una fractura patolégica, con compromiso del muro posterior y el canal medular.
E. Secuencia T1. F. Secuencia T2. Imdgenes de cardcter isointenso, se demuestra una mayor extension paravertebral derecha.

Debido al cuadro neurolégico agudo y progresivo, se realizé una descompresion mediante laminectomia de T9
y una artrodesis de T7-T11 de urgencia por via posterior (Figura 3). Se enviaron muestras para el analisis histopa-
tolégico de la lesion, que informé el diagndstico de HV (Figura 4).

A las cinco semanas de la cirugfa, el paciente comenz? el tratamiento radiante con una dosis total de 4000 cGy
fraccionados en sesiones de 150-200 cGy, cada 24-48 h, segtn la tolerancia, con el objetivo de prevenir las recu-
rrencias.

A los 36 meses de la intervencion, luego de una rehabilitacidon progresiva intensa, el paciente presenta una
mejoria neuroldgica, con puntajes de 17/18 en la escala mJOA, Nurick 3 y Frankel E, sin signos de recurrencia
tumoral.
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Figura 3. Caso 1. Hombre de 22 afios. Radiografias anteroposterior (A) y lateral (B) de columna dorsal,
posoperatorias. Se visualiza la fijacién con tornillos pediculares de T7 a T11.

Figura 4. Caso 1. Hombre de 22 afios. El andlisis histolégico bajo microscopia x20 (A) y x40 (B) y tincién con
hematoxilina-eosina mostré el revestimiento de los espacios creados dentro del estroma de matriz coldgena por delgadas
capas de células endoteliales planas que forman vasos sanguineos cavernosos de tamafio capilar, compatible con el
diagnéstico de hemangioma.
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CASO CLINICO 2

Mujer de 23 afios que consulta en la central de emergencias por dorsalgia progresiva y paraparesia de 24 h de
evolucion, sin antecedente traumatico de relevancia. Como antecedente de jerarquia, la paciente refiri6 episodios
previos de dorsalgia con estudios por imagenes y puncién biopsia vertebral compatible con HV, tratado de manera
conservadora. En el examen fisico, presentaba una fuerza muscular disminuida 3/5 desde L2 hacia distal, hiperre-
flexia rotuliana bilateral y Babinski positivo. Los puntajes neurolégicos eran de 4/5 para Nurik, 14/18 para la escala
mJOA y Frankel C. La RM de urgencia reveld el compromiso completo de T11, con alteracién del entramado 6seo,
extension a través del pediculo derecho hacia el anillo apofisario posterior e invasion del canal medular (Figura 5).
Ante el diagnéstico previo de HV, se realizé una embolizacion selectiva de la arteria nutricia de la lesion, seguida
de una descompresion de T10-T12 y artrodesis de T9-L1 por via posterior (Figura 6). A las cuatro semanas de la
cirugia, comenz6 con el tratamiento radiante a dosis de 4500 cGy. Luego de 60 meses de seguimiento, la paciente
no tiene dolor, y sus puntajes son Frankel E, Nurik 1 y 17/18 en la escala mJOA. No se observaron signos de re-
currencia de la lesion.

Figura 5. Caso 2. Mujer de 23 afios. A. Radiografia lateral de columna dorsal con marcacién del nivel involucrado sin
hallazgos de relevancia. Resonancia magnética. B. Corte sagital, secuencia T2. Se observa hiperintensidad del cuerpo
vertebral con extension hacia el pediculo derecho e invasién del canal medular, desplazando la médula hacia la izquierda (D).
C. Tomografia computarizada, corte axial. Se visualiza la alteracién de la trama dsea en el cuerpo vertebral, con insuflacién
de los componentes derechos del anillo apofisario.
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Figura 6. Caso 2. Mujer de 23 afios. Imédgenes fluoroscépicas anteroposterior (A) y lateral (B) de la lesion de la columna
dorsal a nivel de T11 durante el procedimiento de embolizacidn arterial selectiva de la arteria nutricia. Radiografias
anteroposterior (C) y lateral (D) de columna dorsal a los 5 afios de seguimiento. Se visualizan la descompresién y la
artrodesis dorsolumbar de T9 a L1.

DISCUSION

Describimos dos casos de hemangioma agresivo dorsal con paraparesia aguda grave que requirieron resolucién
quirurgica de urgencia. Los HV agresivos representan menos del 1% del total, pueden producir dolor, fracturas
patolégicas y compromiso neuroldgico. La mayoria de los hemangiomas agresivos exhiben un patrén tipico “a
lunares” (polka-dot sign)'” o en panal de abejas en las imdgenes; sin embargo, hasta en un tercio, los patrones
pueden ser atipicos.'® Acosta y cols.' describen seis particularidades en los estudios por imdgenes, que se asocian
a HV “sintomadticos” o “agresivos”: 1) ubicacion tordcica (particularmente T3-9), 2) afectaciéon de todo el cuerpo
vertebral, 3) afectacion del arco neural (particularmente los pediculos), 4) una apariencia irregular sin forma de
panal, 5) una corteza expandida, insuflada y mal definida y 6) afeccion del tejido blando paravertebral adyacente.
El diagnéstico por imdgenes de HV “atipicos” y “agresivos” puede ser dificil, independientemente de la modalidad
de imagen utilizada, ya que pueden imitar tumores malignos 6seos o metdstasis primarias.’ Nuestros dos pacientes
presentaban todas estas caracteristicas consideradas atipicas, lo que dificult el diagndstico por las imédgenes y fue
preciso recurrir a la anatomia patolégica de la lesion para un diagndstico de certeza.

Las estrategias de tratamiento dptimas y las opciones de terapia adyuvante siguen siendo controvertidas, ya que
es dificil llevar a cabo grandes estudios aleatorizados debido a la baja prevalencia de este cuadro.''*?° Se han des-
crito diferentes opciones, como la inyeccién intralesional de etanol,?' la embolizacién arterial,”” la vertebroplastia
o cifoplastia,” la reseccidn radical total (espondilectomia)'® o parcial mas estabilizacién,>>* la radioterapia®-** o
una combinacién de ellas. Recientemente Kaoudi y cols.”” describieron la ablacién térmica por radiofrecuencia
asistida por robot en un hemangioma agresivo del sacro, con buenos resultados al afio de seguimiento.

La embolizacién intrarterial preoperatoria ofrece como ventajas el control de la hemorragia y la reduccién de la
morbilidad perioperatoria.’® En algunos casos, se ha observado el enlentecimiento o la detencion del crecimiento
de la lesion cuando se realiza de manera aislada.’*' En el primer caso presentado, no se consideré la embolizacién
debido a la falta de diagndstico especifico y a la urgencia del cuadro. Sin embargo, en el segundo caso, se contaba
con la confirmacion histolégica previa, por lo que se pudo realizar una embolizaciéon de urgencia seguida de la
cirugia de descompresion y la artrodesis.

El uso de radioterapia adyuvante después de las cirugias de escision intralesional con el objetivo de disminuir la
tasa de recurrencia es controvertido. Mientras algunos autores han comunicado buenos resultados a largo plazo en
series de pacientes tratados de esta manera,"''*> Qiu y cols.?’ informaron haber realizado radioterapia solo en tres
de 10 pacientes, y tampoco detectaron recurrencias a los 11 meses de seguimiento promedio, por lo que se pone en
duda el real beneficio de este tratamiento.
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Ambos pacientes presentados recibieron radioterapia a la cuarta y quinta semana después de la cirugia; esta
demora permite disminuir la tasa de complicaciones de la herida, como la dehiscencia y la infeccion. No se de-
tectaron complicaciones posoperatorias y ambos pacientes tuvieron una recuperacion neurolégica progresiva y
completa sin signos de recidiva tumoral al final del seguimiento.

Describimos dos casos de una patologia rara con una presentacion infrecuente. Los reportes sobre sindromes
medulares agudos debidos a hemangiomas agresivos son escasos, la mayoria se trata de cuadros de lenta progre-
si6n en el tiempo. En un andlisis retrospectivo, Qiu y cols.”” comunican 10 casos de hemangiomas agresivos en un
periodo de 13 afios, cinco de ellos con un deterioro neuroldgico progresivo y un Frankel D al momento del trata-
miento. Nuestros pacientes se presentaron con un Frankel C desarrollado en un corto periodo. Obtuvimos buenos
resultados luego de las cirugias de urgencia con descompresion y estabilizacion seguidas de tratamiento radiante.
Es importante destacar que el éxito de este tipo de cirugias depende de la rapidez en la deteccidn, el diagndstico y
el tratamiento, ya que la demora puede provocar una mejoria neuroldgica menos marcada o ausente.

Se ha publicado una tasa de recurrencia posquirtrgica del 0% al 30%,* al margen del tratamiento con radio-
terapia adyuvante o sin ella. Cabe destacar la particular agresividad de esta lesién en embarazadas, en quienes la
tasa de recurrencia es superior al 20%.'%% Esto es producto de la influencia de la progesterona gestacional sobre el
tumor, lo cual también se relacionaria con la mayor incidencia en mujeres.'*

Segtin nuestra buisqueda, estos son los dos primeros casos publicados en la bibliografia latinoamericana sobre
compromiso neurolégico agudo en pacientes jévenes provocado por HV agresivos. Creemos que es importante
conocer este diagndstico, sus imdgenes tipicas y atipicas, asi como sus formas de tratamiento para poder brindar a
nuestros pacientes los mejores resultados. En la actualidad, no existe consenso sobre el tratamiento éptimo y cada
caso debe ser evaluado particularmente teniendo en cuenta todos los factores enumerados antes.

CONCLUSION

Presentamos dos casos de paraparesia aguda grave secundaria a HV toricico agresivo. Mediante la descompre-
sién y la artrodesis tempranas seguidas de radioterapia, se logrd la recuperacidon neurolégica completa y el control
de la enfermedad en un seguimiento a mediano plazo.
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