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Nifios andinos con quiste 0seo aneurismatico tratados
con polidocanol (uso fuera de etiqueta)

Andean children with aneurysmal bone cyst treated with polidocanol (use off-label)

Rios-Méndez RE,* Espin-Villamarin LG,* Rovalino-Troya CJ,*
Rosero-Lema VF,* Barona-Freire EB,* Reinoso-Recalde DI®

Hospital Pediatrico Baca Ortiz. Quito, Ecuador.

RESUMEN. Introduccion: El quiste 6seo aneurismati-
€0 es un raro tumor osteolitico benigno, pero agresivo para
el que aln no existe tratamiento ideal. Los comunicados
sobre tratamiento mediante escleroterapia en poblacion pe-
diatrica son escasos y en nuestra region mas aun. El objetivo
es comunicar la experiencia del tratamiento del quiste 6seo
aneurismatico con polidocanol 3%. Material y métodos:
Estudio retrospectivo, descriptivo y transversal. Periodo:
Junio de 2017 a Junio de 2021. Inclusion: pacientes con
diagndstico histoldgico de quiste 6seo aneurismatico. Bajo
anestesia general y guia fluoroscopica se realizo puncion in-
tralesional con aguja 16G a través de la cual se administrd
lentamente el polidocanol 3%. Datos: historia clinica. Las
variables cuantitativas se expresaran en medidas de tenden-
cia central y de dispersion; las variables cualitativas se ex-
presaran como frecuencias o porcentajes. Resultados: Se
incluyeron nueve pacientes consecutivos, todos presentaban
dolor y tumoracién en alguna de las extremidades. Género:
tres femeninos y seis masculinos. Edad: mediana 10.5 afios
(rango: 2-15.1). Peso: mediana 32.8 kg (rango: 11-44.5).
Total de procedimientos: 44, procedimientos por paciente:
promedio 4.9 (DE: = 2.0). Tiempo de procedimiento: pro-
medio 33.9 minutos (DE: + 18.3); radiacion: promedio 1.34
mGy (DE: + 1.55). Hospitalizaciéon: un dia, excepto un pa-

ABSTRACT. Introduction: The aneurysmal bone cyst
is a rare benign but aggressive osteolytic tumor for which
there is still no ideal treatment, the reports on treatment
by sclerotherapy in the pediatric population are scarce and
in our region even less. The objective is to communicate
the experience of the treatment of aneurysmal bone cyst
with polydocanol 3%. Material y methods: Retrospective,
descriptive and cross-sectional study. Period: June/2017 to
June/2021. Inclusion: patients with histological diagnosis
of aneurysmal bone cyst; Under general anesthesia and
fluoroscopic guidance, intralesional puncture with 16G
needle was performed through which 3% polydocanol was
slowly administered. Data: medical history. Quantitative
variables shall be expressed in measures of central tendency
and dispersion; qualitative variables shall be expressed as
frequencies or percentages. Results: Nine consecutive
patients were included, all of whom had pain and tumor
in one of the extremities. Gender: 3 female and 6 male.
Age: median 10.5 years (range: 2-15.1). Weight: median
32.8 kg (range: 11-44.5). Total procedures: 44; procedures
per patient: mean 4.9 (SD: + 2.0). Procedure time: mean
33.9 minutes (SD: £ 18.3); radiation: mean 1.34 mGy
(SD: + 1.55). Hospitalization: one day, except one patient.
Complications: skin damage in one case, no recurrences
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ciente. Complicaciones: Dafio de piel en un caso, no recidi-
vas. Seguimiento: de 12 a 50 meses. Conclusion: En esta
serie pediatrica el polidocanol 3% fue Util y efectivo para el
tratamiento del quiste 6seo aneurismatico con escasas com-
plicaciones. Una desventaja es que requiere varias sesiones
y ademas, no se ha demostrado una diferencia significativa
entre otras formas de tratamiento en términos de la tasa de
recurrencia.

Palabras clave: Quiste 6seo, aneurismatico, tratamien-
to, polidocanol, nifios.

Introduccion

El quiste 6seo aneurismatico (QOA) es un raro tumor
osteolitico benigno descrito a mediados del siglo pasado;
a pesar de su nombre, no es realmente un aneurisma o
quiste, ya que no tiene pared endotelial. Se han propuesto
varias teorias con respecto al origen del QOA, entre estas
esta el que puede ser producido por traumatismos, presen-
cia de fistulas arteriovenosas y aumento de presion venosa
en el interior del hueso; también se ha aceptado que una
alteracion del gen USP6 esta involucrado en su génesis.*
Su deteccion por lo general ocurre en las dos primeras dé-
cadas de vida de los pacientes y la localizacion mas fre-
cuente es en las metafisis de huesos largos causando dolor,
tumoracion y algunas veces fracturas patolégicas. Hasta el
momento no existe tratamiento ideal para el QOA, por lo
que actualmente la escleroterapia es una de las opciones
terapéuticas.>**

Los comunicados sobre tratamiento de QOA con polido-
canol en poblacién pediatrica son escasos y en nuestra re-
gion mas aun.**>%" El objetivo es comunicar la experiencia
sobre el tratamiento del QOA con polidocanol 3% en nifios
y el seguimiento en el corto y mediano plazo en un Hospital
Pediétrico Publico de Tercer Nivel ubicado en la region an-
dina a 2,860 metros sobre el nivel del mar.

Material y métodos

Estudio retrospectivo, descriptivo, de corte transversal.
Periodo: de Junio de 2017 a Junio de 2021. La informacion
fue obtenida de la historia clinica y de la base de datos del
laboratorio de cateterismo del hospital. Se incluyeron pa-
cientes con diagnostico histolégico de QOA primario trata-
dos con polidocanol 3%. Las variables cuantitativas se ex-
presardn en medidas de tendencia central (mediana = Me o
como media = promedio) y de dispersion (r = rango o como
DE = desviacion estandar); las variables cualitativas se ex-
presaran como frecuencias o porcentajes.

Se obtuvo consentimiento informado por los represen-
tantes legales de los pacientes. Este informe tiene aproba-
cidn institucional con expediente HBOGDI 1C20200021 y
ha respetado la Declaracion de Helsinki.
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follow-up: 12 to 50 months. Conclusion: In this pediatric
series, polydocanol 3% was useful and effective for the
treatment of aneurysmal bone cyst, with few complications.
One disadvantage is that it requires several sessions and in
addition, no significant difference has been demonstrated
between other forms of treatment in terms of the recurrence
rate.

Keywords: Bone cyst, aneurysmal; treatment,
polidocanol, children.

Resultados

Se incluyeron nueve pacientes con diagnéstico de QOA
primarios por resonancia magnética o tomografia compu-
tarizada y confirmado por biopsia; siete de ellos tuvieron
QOA nativos y dos fueron recurrentes, todos los pacientes
presentaron dolor, tumoracion, limitacion de movilidad de la
extremidad comprometida (Tabla 1); género: tres femeninos
y seis masculinos; edad: Me 10.5 afios (r = 2-15.1); peso:
Me 32.8 kg (r = 11-44.5); talla: Me 131 cm (r = 85-155).

Bajo anestesia general balanceada y guiada por fluoros-
copia se realizd una puncion transcutanea dentro del QOA
con aguja de calibre G16, una vez dentro de la cavidad se
obtuvo por aspiracion liquido serohematico s6lo en cinco de
los pacientes, luego se inyectd a través de la misma aguja
polidocanol 3% a una velocidad de 0.3 a 0.5 ml por minuto
aproximadamente hasta terminar la dosis calculada, luego
0.5 ml de cloruro de sodio al 0.9% fue inyectado por la mis-
ma aguja para evitar el reflujo de la sustancia esclerosante.
Una vez removida la aguja se realizé compresién digital del
sitio de puncion durante 10 minutos y se dejé vendaje com-
presivo durante 24 horas.

En los casos uno (Figura 1), cuatro, cinco, seis, siete y
nueve se inyectaron 5 ml de polidocanol 3% en todas las
sesiones. El primer paciente habia recibido cirugia con cure-
taje 6seo de la lesion un afio antes por presentar recidiva del
QOA, por lo que se optd por tratarle con escleroterapia. Al
segundo paciente, en otra institucion se le habia realizado
embolizacion de arterias aferentes del QOA, misma que fue
inefectiva, motivo por el que se le realizé curetaje e injerto
6seo0; en menos de un afio de seguimiento se evidencio re-
currencia del QOA (Figura 2), razon por la cual se le indico
tratamiento con escleroterapia, recibié 5 ml de polidocanol
3% en la primera dosis y 10 ml en las dosis siguientes. En
el tercero (Figura 3) y octavo pacientes se inyectaron 10 ml
de la sustancia esclerosante en todas las sesiones. NUmero
total de procedimientos: 44, cantidad de procedimientos por
paciente: promedio 4.9 (DE: + 2.0). Intervalo de dosis: pro-
medio 11.54 semanas (DE: + 14.57).

Solamente en dos ocasiones, que representa 5% del total
de procedimientos, los pacientes refirieron dolor en el sitio
tratado con polidocanol durante las primeras 24 horas, que
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Tablal: Datos de pacientes pediatricos con quiste 6seo aneurismatico tratados con polidocanol 3%.

Edad Fractura \Volumen Seguimiento
Caso Género (afios) Sesiones Localizacion de QOA previa QOA (cm3) (meses)
1 Masculino 2.0 4 Metafisis distal No 40 50
de tibia izquierda
2 Femenino 6.7 8 Metafisis proximal No 70 49
de tibia derecha
8 Masculino 14.5 10 Metafisis lateral No 170 47
de clavicula derecha
4 Masculino 11.8 4 Metafisis proximal No 22 34
de htimero izquierdo
5 Masculino 8.8 6 Metafisis proximal Yes 20 14
de himero izquierdo
6 Masculino 4.7 5 Metafisis proximal No 15 14
de himero derecho
7 Femenino 10.5 4 Metafisis distal Yes 12 13
de peroné derecho
8 Femenino 15.1 4 Metafisis distal No 250 12
de tibia derecha
9 Masculino 15.1 4 Epifisis proximal No 19 12

de tibia izquierda

QOA = quiste dseo aneurismatico.

mitigaron con la administracion de paracetamol. El segundo
paciente presentd necrosis de piel alrededor del sitio de pun-
cion de 0.5 cm de diametro que fue tratado efectivamente
de manera topica. Después de la primera o segunda dosis
los pacientes refirieron disminucion del dolor y mejoraron
la movilidad de la extremidad afectada. El tiempo de hos-
pitalizacion fue de ocho a 24 horas excepto en el segundo
paciente, quien estuvo internado durante cuatro dias por la
complicacién mencionada.

Se realizaron controles radiograficos cada uno a tres me-
ses, si no se observaba opacificacion de toda la zona litica
del hueso afectado se indicaba otra sesion de tratamiento;
la tomografia computarizada fue solicitada cada seis me-
ses durante el primer afio de seguimiento y luego cada afio.
Tiempo de procedimiento: promedio 33.9 minutos (DE: +
18.3); tiempo de fluoroscopia: promedio 0.25 minutos (DE:
+ 0.14); radiacién: promedio 1.28 mGy (DE: * 1.49). Se
evidencié remodelamiento dseo mediante radiografia o to-
mografia computarizada en la mayoria los casos excepto en
los pacientes tercero y octavo. El tercer paciente recibi6 ci-
rugia para remodelar la clavicula debido al gran tamafio del
callo 6seo; la octava paciente recibio cirugia con curetaje
de la lesién e implante de injerto 6seo autélogo después de
la cuarta sesion de escleroterapia, debido a la lenta mejoria
con la escleroterapia y al gran tamafio del quiste, los trau-
mato6logos indicaron que el sangrado del QOA durante la
cirugia fue minimo. Hasta el momento, ninguno de los pa-
cientes ha tenido recurrencias o recidivas.

Discusion

Los QOA son 70% primarios y 30% secundarios, los ul-
timos comUnmente se asocian a tumor de células gigantes,
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condroblastoma, fibroma no osificante, osteosarcoma telan-
giectasico y enfermedades metastasicas, por este motivo,
aunque la imagen por resonancia magnética es indicativa de
QOA (burbujas de jabon con niveles hidricos o soap bubble
fluid en inglés) es necesaria la confirmacion histologica de
la muestra obtenida por biopsia.?®°

Aungue el QOA ha sido tratado tradicionalmente por ci-
rugia, dado que es muy sangrante durante el acto quirdrgico
y la alta tasa de recurrencia, se han aplicado otros tratamien-
tos tales como radioterapia, embolizacion arterial, crioci-
rugia, denosumab, curopsia, escleroterapia, entre otros.”®
Se han utilizado algunas sustancias esclerosantes para este
propdsito como el N-butilcianocrilato (Histoacryl®), matriz
hemostatica (Surgiflo®), alcohol (Ethibloc®) y polidocanol
(Etoxiven®), ya que en nuestra institucion disponemos de
polidocanol 3%, decidimos utilizarlo para tratar esta pato-
logia,2*¢791011 conociendo por la literatura que pueden pre-
sentarse complicaciones tales como necrosis de piel y teji-
dos blandos, dolor, hipopigmentacion, mareo, hipotension
arterial y arritmias.®*?

Polidocanol (hidroxypolyethoxydodecan) al 3% es una
sustancia esclerosante surfactante no idnica, con evidencia
de que es til para el tratamiento del QOA (uso fuera de
etiqueta u off-label en inglés).** Aunque no hay dosis esta-
blecida para el tratamiento de esta patologia, se ha recomen-
dado que sea en cantidad equivalente al volumen calculado
de la lesion;® a pesar del volumen estimado del QOA en los
pacientes uno, cuatro-siete y nueve, por seguridad se deci-
di6 administrar s6lo 5 ml de polidocanol 3% por dosis,* en
los pacientes dos, tres y ocho el volumen de los QOA fue
mayor, por lo que se decidid inyectar 10 ml del farmaco,*®
teniendo como complicacion en uno de ellos una pequefia
area de necrosis de piel, probablemente debido a reflujo de
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la sustancia esclerosante. Como hay un componente vascu-
lar en la génesis del QOA, el uso del polidocanol esta justi-
ficado, ya que al causar dafio directo del endotelio induce el
inicio de la cascada de coagulacion y lleva a la oclusion de
los vasos.® Pensamos que el remodelamiento dseo no ocu-
rrié en los pacientes tres y ocho, como sucedié en los otros
nifios debido al factor edad, ya que la longitud de los huesos
no se incrementa mucho durante la adolescencia tardia.
Aunque este estudio no fue comparativo con el trata-
miento quirdrgico, los resultados concuerdan con lo descrito
en la literatura, es decir, que es menos cruento, hay menor
tiempo de hospitalizacion, no necesita equipos sofisticados
y no deja cicatriz. Una desventaja es que requiere varias se-

Figura 1:

Paciente uno. A) Imagen radiol6gica
inicial de QOA nativo (*) en
extremo distal de tibia. B) Imagen
angiografica de pentltima sesion de
inyeccion esclerosante intralesional.
C) Radiografia anteroposterior dos
meses después de Ultima sesion de
tratamiento, observe la opacificacion
intradsea con engrosamiento de la
cortical y remodelacion de la tibia.
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siones, ademas de que no se ha demostrado una diferencia
significativa entre ambas formas de tratamiento en términos
de la tasa de recurrencia.*®’

Con respecto al intervalo de tiempo de administracion
del polidocanol se han descrito periodos entre tres y 14
semanas.>®’ En nuestros pacientes estos intervalos fueron
muy diversos debido a varios factores tales como los eco-
noémicos, emergencia sanitaria por COVID-19, grandes dis-
tancias entre vivienda y hospital, etcétera, dificultades que
aumentan el riesgo de retraso o abandono del tratamiento.*

Hasta donde conocemos, no hay otro informe de serie de
casos pediatricos en la regidn acerca de este tema. En nuestros
pacientes el polidocanol 3% fue Util y efectivo para el trata-

Figura 2:

Paciente dos. A) Reconstruccion 3D
tomografica de gran QOA recurrente
(*) en extremo proximal de tibia. B)
Radiografia anteroposterior previa al
tratamiento esclerosante, el QOA (*)
presenta imagen en «panal de abeja».
C) Radiografia anteroposterior seis
meses después de Ultima sesion de
tratamiento. Observe la opacificacion
intradsea con engrosamiento de la
cortical y remodelacion de la tibia.
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Figura 3:

Paciente tres. A) Imagen radiol6gica
inicial de gran QOA nativo (*)

en clavicula. B) Radiografia
anteroposterior luego de ultima
sesion de inyeccion esclerosante
intralesional (*). Observe la
opacificacion intradsea con
engrosamiento de la cortical.

miento del QOA con baja tasa de complicaciones. Es aconse-
jable realizar estudios en esta regién con un nimero mayor de
pacientes y tiempo de seguimiento para poder recomendarlo
como tratamiento de primera eleccion en esta patologia.
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