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Quiste aneurismatico del manubrio del esternon:
Reporte de un caso y revision de laliteratura

Ludmila Cosio-Lima,* Miguel Cosio Pascal,** Abelardo Monges-Nicolau***

Hospital Angeles Mocel

RESUMEN. Reportamos el caso de un paciente
de 62 afios de edad con un quiste aneurismatico del
manubrio del esternén. De acuerdo a la literatura
revisada, se trata de un caso extraordinariamente
raro. El paciente fuereferido al Servicio de Ciru-
gia Cardiotoré&cica por médicos de una clinica ru-
ral lgjana, con diagnostico de aneurisma de aorta
ascendente de probable etiologia luética. L a aorto-
grafiay el laboratorio (VDRL) descartaron estas
posibilidades. Fue necesario realizar dos puncio-
nes-biopsia para hallar los elementos histol égicos
que orientaron al diagnostico definitivo. L a deci-
sion delajunta médico-quirargicafueladeenviar
al paciente a oncologia para ser radiado de prime-
ra intencién. Como resultado del tratamiento, a
las cuatro semanas el tamafio de la lesion se redu-
jo en 75-80%, habiendo perdido el caracter pulsa-
til. Qued6 como remanente una masa ligeramente
irregular, de consistencia fibrosa, no dolor osa ni
limitante para alguna funcién. El caso fuerevisa-
do cada tresmeses durante dos afios. Al término de
este periodo no seregistro ninglin cambio ni indi-
cioderecurrenciadelalesion. Segln la literatura
revisada, éste seria el segundo caso reportado en
esta localizacion.

Palabras clave: quiste 6seo aneurismatico, es-
ternon, radioterapia.

ABSTRACT. Wereport the case of a 62-year -
old patient with an aneurysmatic manubrium ster-
ni cyst. According to theliteraturereviewed, thisis
an extremely rare case. The patient was referred
to the cardiothoracic surgery service by physi-
cians of a remote rural clinic, with a diagnosis of
ascending aortic aneurysm of probable luetic eti-
ology. The aortography and thelab (VDRL) ruled
out this possibility. Two biopsy punctures were
needed to find the histologic elements that could
guide the final diagnosis. The medical-surgical
committee decided to refer the patient to Oncology
for first-lineradiation therapy. Asaresult of treat-
ment, by week 4 the lesion had decreased 75-80%
in size and was not throbbing any more. The pa-
tient had a slightly irregular residual mass, with a
fibrous consistence but not painful nor limiting of
function. The case was followed-up every three
months for two years. By the end of this period no
change nor sign of lesion recurrence were report-
ed. Accordingtotheliteraturereviewed, thisisthe
second casereported in thislocation.

Key words: aneurysmal bone cyst, thorax, ra-
diotherapy, esternon.
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embargo no es poco frecuente que el diagndstico se haga
después de la fractura del hueso involucrado, especial-
mente |os de las extremidades. Otros autores han conside-
rado que los QOA podrian ser el resultado de un tumor be-
nigno o maligno preexistente en el hueso, cuya evidencia
histol 6gica desaparece en razon de la agresividad de lale-
sién osteolitica répidamente expansiva y asociada a cam-
bios hemodinémicos locales.*** Esta suposicién tampoco
se ha podido comprobar plenamente. Mankin® reporta 150
casos de QOA tomados de una base de datos de 17,700 pa-
cientes estudiados en el transcurso de 30 afios y en uno
solo de ellos consideré que el QOA podria haber tenido su
origen en un osteoblastoma. Se ha planteado también la
existencia de cierta predisposicién genética.® Ginsburg’
comunica un caso de QOA congénito. El QOA es ligera-
mente mas frecuente en el sexo femenino y no estarela-
cionado con algun factor racial. La gran mayoriade los ca
sos aparecen entre los 10 — 30 afios de edad, con clara
predominancia (75%) en menores de 20 afios.>*® Revisan-
do laliteratura, se puede inferir que aproximadamente el
60% de los QOA se localizan en los huesos largos de las
extremidades. El 18% en vértebras, mas frecuentemente en
la parte posterior de las mismas. El 12% en sacro y pelvis;
en claviculas y omoplatos 6%; en crédneo y cara 2% y
otros 2% en huesos de los dedos. La presencia de QOA de
esterndn, no aparece en ninguna estadistica, seguramente
por su bajisima frecuencia. Se han reportado como casos
aislados.’2

Caso clinico

Paciente masculino de 62 afios de edad, que acudio6 a
su clinicarural por haber notado una pegquefia masa locali-
zada inicialmente en el hueco supraesternal y adherida al
manubrio del esternén. La lesién era fijay no dolorosa.
Regreso seis semanas después debido al crecimiento répi-
do de la misma. Consigno dolor tolerable, pero le inquietd
el tamafio y el carécter pulsatil de la masa. El paciente fue
referido a la Ciudad de México con el diagnéstico de
aneurisma luético de aorta ascendente. Al revisarlo en el
hospital, la masa abarcaba el tercio superior del esternony
parte del cuello. Negd relacion con trauma. La masa media
12.5x 9 x 4 cm, cubierta por piel discretamente enrojeci-
day con aspecto de «céscara de naranja», no dolorosa, li-
geramente depresible y enérgicamente pulsétil. El borde
superior se encontraba a la altura del cartilago cricoides
incluyendo a las inserciones de |os muscul os esternoclei-
domastoideos, articulaciones del manubrio del esternon
con claviculas y extremo anterior de las primeras costillas.
Hacia abagjo incluia el tercio superior del esternony extre-
midades anteriores de costillas. No se identificaron soplos
(Figura 1). El resto de la exploracion fue normal y los es-
tudios de laboratorio fueron también normales o negati-
vos, incluyendo el VDRL. Las radiografias convenciona-
les del térax en varias posiciones, no aportaron nada
importante, excepto en las oblicuas, que ponian en duda la
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relacion de la masa pulsétil con la aorta. La aortografia,
descarto definitivamente esta relacion (Figura 2). Se reali-
zaron 2 punciones-biopsias. La aguja penetro fécilmente
lalesién, encontrando ligera resistencia en 1o que parecia
ser la capsula. La primera muestra contenia sangre 'y célu-
las gigantes multinucleadas. En la segunda puncion se in-
trodujo la aguja més profundamente hasta encontrar algo
de resistencia. En esta ocasién, ademés de la sangre se en-

L

Figura 1. Aspecto del paciente cuando se presentd. La masa habia
crecido répidamente y era pulsatil.

Figura 2. Aortograma que descarta el diagnostico inicial de aneu-
risma luético de aorta ascendente.
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contraron abundantes fibroblastos, macréfagos y células
gigantes multinucleadas. No se encontro evidencia de ma-
lignidad. En ambas punciones hubo sangrado a presion
gue coincidia con las pulsaciones. Con estos elementos se
Ilego al diagndstico definitivo de QOA.

En base alaliteratura revisada, se decidio enviarlo ara-
dioterapia y dependiendo de los resultados se plantearia
tratamiento quirudrgico. A las cuatro semanas de radiacio-
nes, lalesiéon habia disminuido de tamafio entre 75-80% y
habia perdido el carécter pulsétil. La masa remanente se
localizé ligeramente a la izquierda de la linea media del
esternon y era de consistencia firme, irregular a la palpa-
cion, no dolorosa y no limitaba ninguna funcion (Figura
3). Se decidio vigilar la evolucion sin indicar cirugia de
inmediato. El caso se revisd cada 3 meses durante 2 afios.
Se confirmo Unicamente aumento de la consistencia de la
tumoracion, moderada disminucion de tamarfio de la mis-
may no hubo recurrencia. A la palpacion del manubrio se
hall6 el borde superior muy irregular y hacia la mitad iz-
quierda, una depresion en relacién estrecha con la masa re-
manente (Figura 3).

Discusion

Segun Yavuz,*® hasta el 2004 se habian reportado en la
literatura mundial 5 casos de QOA localizados en ester-
nén. Este autor publico el sexto caso que seria el primero
identificado en el manubrio de este hueso.

Los tumores primarios del esternon son curiosidades
meédicas y més de 90% son malignos.?*% Teitelbaum® en
750 tumores primarios de hueso, encontré Unicamente 5
en esternon, todos malignos. |barra-Pérez?* en 210 casos
de tumores malignos localizados en el torax, reporta 5 ca-
sos de metéstasisaesterndn y 2 QOA en costilla. Ochsner®
en 134 casos de tumores primarios del esqueleto torécico,

Figura 3. Después de la radioterapia. Aspecto de la masa que redu-
jo de tamafio aproximadamente 75-80% y perdi6 el carécter pulsa-
til. (Estado 4 de la clasificacion de evolucion).
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identificé a 5 localizados en esternon y Pascuzzi?® en 207
casos también de esquel eto torécico, describe 2 casos de
QOA de costillas y ninglin tumor esternal.

Recientemente se han considerado 4 fases en e desarro-
Ilo de los QOA: 1. Fase osteolitica. 2. Fase de crecimiento
répido con destruccion del hueso y expansion limitada por
el periostio. 3. Fase de maduracion o estabilizacion caracte-
rizada por formacion de trabéculas y fibras 0seas dentro de
la capsula. 4. Fase de cicatrizacién con calcificacién progre-
sivay osificacion, quedando unamasa éseairregular. En las
series revisadas la gran mayoria de los QOA se diagnostico
y traté durante la tercera fase. El caso reportado por Buirs-
ky? es el Unico que encontramos perteneciente a la cuarta
fase. La sintomatologia presente en los casos de QOA es
muy variada y dependeré de la localizacion del mismo, de
su tamafio, capacidad osteolitica, velocidad de crecimiento,
fractura del hueso afectado, compresion de Grganos vecinos,
€tc.2% El sintoma méas comun es €l dolor que generalmente
aumenta a medida que crece lalesion y puede irradiarse ala
periferia en huesos largos. La funcién de las articulaciones
relacionadas se afecta. Los QOA de pelvisy sacro pueden
comprimir los érganos de estas cavidades.®* Si lalesion es
accesible a la exploracion, la piel puede presentar colora-
cion rojiza sin aumento de latemperaturay edema en oca-
siones (piel en «cascara de naranja»). El caracter pulsatil y
enérgico de lalesién es caracteristico. En las mandibulas la
lesion generalmente se relaciona con los molares.® Laloca-
lizacion en vértebras* afortunadamente es més frecuente en
la parte posterior de las mismas ya que cuando es anterior,
puede destruir cuerpos vertebral es adyacentes, discos inter-
vertebrales y comprimir médula espinal, ocasionando radi-
culopatia, paraplejia e inclusive cuadriplejia.

Los estudios de imagenologia son muy Utiles para
orientar al diagnostico de QOA. Las radiografias conven-
cionales no tienen mucho valor, ya que existen otras pato-
logias que pueden producir imagenes muy semejantes.®
Burzky?” describi¢ la imagen radioldgica de un QOA sdli-
do, que es el Unico caso que encontramos en la literatura
revisada y que corresponderia a la cuarta fase de los
QOA ya mencionados. Las tomografias computarizadas
(TC) y laresonancia magnética (RM) en sus diferentes mo-
dalidades son los estudios que mas pueden orientar al
diagndstico, aunque por si mismas no proporcionan certe-
za del 100%. Mediante estos estudios se pueden identifi-
car las trabéculas en el interior de lalesion o presentar la
imagen caracteristica de «burbuja de jabén» con niveles
en las iméagenes.®“° El ultrasonido no ha demostrado ser
Gtil para orientar a diagndstico, en tanto que los estudios
con radioisétopos y arteriografias pueden ser importantes
ya que demuestran generalmente hipervascularidad regio-
nal y zonas de hipervascularizacion, elementos diferencia-
les con otros tumores que presentan hipervascularidad ho-
mogénea.*2 En conclusion, el estudio histopatol 6gico es
el Unico que proporciona el diagnostico de certeza. Las
piezas extirpadas presentan espacios cavernosos |lenos de
sangre, septums fibrosos con histiocitos, células gigantes
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multinucleadas, células inflamatorias y focos osteoides u
osificados. Nunca se han identificado células malignas. El
endotelio de lalesion ha sido descrito por Aho.*343

Los QOA han sido tratados mediante distintos proce-
dimientos quirargicos y radioterapia. La mayoria de los
casos reportados fueron manejados mediante curetaje o re-
seccion marginal, empleando para la reconstruccion injer-
tos 6seos y diferentes materiales plésticos como el polime-
tilmetacrilato. La recurrencia del tumor en estos casos fue
alta: 20-35%.%+4" El curetaje apoyado por la radioterapia
disminuy0 la frecuencia de las recurrencias aproximada-
mente 15%.% Sin embargo, el entusiasmo inicial con lara-
dioterapia se enfrid debido al nimero de tumores malig-
nos postradiacion que aparecian en los pacientes asi
tratados. Mas recientemente, Marks® y Feingenberg™® se-
fialan que con |os equipos modernos de radioterapia (mega
y ortovoltaje) y proteccion éptima para el paciente me-
diante el uso de TC y RM en sus diferentes modalidades
con el objeto de definir con precision el sitio de lalesion,
sus relaciones anatdmicas, tamafio etc., hacen que sea con-
siderado como el paso inicial para el tratamiento de los
QOA. Y avuz® hace amplias consideraciones al respecto.
En las localizaciones dificiles de abordar quirdrgicamente
como vértebras* sacro®*2 y mandibulas® tal vez laradia-
cién serialaindicacién inicial para el tratamiento de los
QOA. Desde luego la reseccién en bloque de lalesién eslo
ideal, ya que significa la curacion completay sin posibili-
dades de recurrencia.?*® A pesar de los avances quirdrgicos
y tecnolégicos en lo que se refiere a protesis en general, aln
cuando se pudieraresecar en bloque la lesidn, habra casos
como el nuestro, en que la reconstruccién del bloque rese-
cado significaria un problema estético y desde luego fun-
cional. El sangrado no significaria problema primordial, ya
gue se puede recurrir ala circulacion extracorpérea.

En el caso que presentamos, una vez eliminado el diag-
néstico de aneurisma, queddbamos ante una tumoracion
pulsétil, que ademas de QOA, podriatratarse de metéstasis
de un tumor maligno de tiroides o rifién, de un plasmocito-
ma o0 un hemangioma maligno. Decidimos practicar |a biop-
siasin recurrir amas estudios de gabinete, ya que el resulta-
do histolégico sefidlaria con certeza el diagndstico en
cualquiera de las posibilidades sefialadas. Una vez con el
diagndstico de QOA del esterndn, decidimos, basados en la
literatura més reciente, enviar aradiar a paciente, sin des-
cartar la cirugia, dependiendo del resultado obtenido. El pa
ciente recibié una dosis total de 40 Gray en campos tangen-
ciales durante cuatro semanas con € resultado ya sefialado.

El caso aqui reportado, seria el séptimo de QOA locali-
zado en el esterndn reportado en la literatura a nuestro al-
cancey el segundo localizado en el manubrio de este hue-
s0. Asimismo es un caso inusual por la edad del paciente,
la rapidez de la evolucion y es el primero resuelto en for-
ma muy satisfactoria empleando Unicamente la radiotera-
pia sin tener que indicar cirugia. Paralafase 4 en que se
estabilizé la lesion, la Unica indicacion quirdrgica era la
estética, que en este caso no estaba indicada.
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