
INTRODUCCION

La asociación de varias enfermedades reumáticas en un
paciente es bastante frecuente en la práctica clínica (1). Las
razones para que así ocurra son diversas. Algunas enfermedades
tienen una elevada incidencia en ciertos grupos de edad y sexo,
por lo que es más probable que se asocien. En otras ocasiones
pueden compartir mecanismos patogénicos o asociaciones con
determinados haplotipos. Otras veces una de ellas es debida a
yatrogenia. Sin embargo algunas asociaciones son excepciona-
les, probablemente por motivos contrarios a los anteriores.

Aquí se presenta el caso de un paciente con la asociación
excepcional de tres procesos reumatológicos con caracterís-
ticas clínicas, patogénicas, terapéuticas y pronósticas bien
diferentes, uno de ellos poco común en su edad. Se trata de la
triple asociación de una espondiloartropatía (EPA) de inicio
tardío, una enfermedad ósea de Paget (EOP) y de una arteritis
de células gigantes (ACG). En la revisión de la literatura no
hemos encontrado ningún otro caso de esta triple asociación,
por lo que parece interesante su comunicación.

CASO APORTADO

Se trata de un varón de 73 años que consultó en septiembre de
1994 por artralgias. Entre sus antecedentes familiares refería tener un
hijo varón diagnosticado de espondilitis anquilosante HLA B27 posi-
tivo. No tenía antecedentes personales de interés. Seis meses antes de
acudir a la Unidad de Reumatología comenzó con dolor inflamatorio
en cadera y rodilla derechas, posteriormente se añadió dolor cervical,
en hombro derecho y en tobillos con edema distal en piernas. No refe-
ría signos inflamatorios articulares ni otra sintomatología sistémica.
En la exploración física destacaba un aumento de la cifosis dorsal,
limitación de la movilidad cervical y lumbar en todos los ejes, dolor a
la palpación y movilización en hombro derecho, muñecas, rodillas,
cadera derecha y tobillos y tenía artritis en rodilla derecha y edema
pretibial con fóvea. En los estudios de laboratorio se detectaron:
VSG: 58, PCR: 16 mg/L (N<8), fosfatasa alcalina (FA) de 359 IU/ml
(N: 64-304), OHprolinuria de 24 horas: 40,8 mg (N: 20-50) y piridi-
nolina en orina: 50,4 nmol/mmol Cr (N: 12,8-25,6). El resto de la ana-
lítica rutinaria, hemograma, FR, ANA, Igs, C3, C4 y serologías a Bru-
cella, Salmonella y Yersinia fueron normales o negativos. El tipado
HLA de clase I fue: A2 A23 B44 B27 Cw1 Cw7. En las radiografías
se apreciaban cambios degenerativos en manos, columna cervical y

41

[0212-7199(2001) 18: 1; pp 29-31]
ANALES DE MEDICINA INTERNA

Copyright © 2001 ARAN EDICIONES, S.A.

AN. MED. INTERNA (Madrid)
Vol. 18, N.º 1, pp. 29-31, 2001

Trabajo aceptado: 15 de Abril de 1999

Correspondencia: Juan Carlos Cobeta García. Unidad de Reumatología. Hospital General Obispo Polanco. Avda. Ruiz Jarabo s/n. 44002 Teruel

Cobeta García J, Martínez Burgui J. Triple asociación: espondiloartropatía seronegativa de inicio tardío, enfermedad de Paget y arteritis de
células gigantes. An Med Interna (Madrid) 2001; 18: 29-31.

RESUMEN
El diagnóstico de varias enfermedades reumáticas en un mismo

paciente es un hecho frecuente. Sin embargo, algunas asociaciones son
excepcionales y su reconocimiento es importante de cara a un correcto
tratamiento y pronóstico. Presentamos el caso de un paciente anciano en
quien diagnosticamos una espondiloartropatía seronegativa de inicio tar-
dío y una enfermedad ósea de Paget y que más tarde desarrolló una arte-
ritis de células gigantes. La asociación de espondilitis anquilosante con
enfermedad de Paget o con polimialgia reumática, ya ha sido descrita en
la literatura, pero la triple asociación de nuestro paciente no la hemos
encontrado.

PALABRAS CLAVE: Espondiloartropatía. Enfermedad de Paget. Arteri-
tis de células gigantes.

ABSTRACT
The diagnosis of several rheumatic diseases in oneself patient is frequent
in practice. However, some associations are exceptional and their recog -
nition is important for a correct treatment and prognostic. We present
the case of an old patient in who we diagnose a late onset seronegative
spondylarthropathy and a Paget´s disease and that later it developed a
giant cells arteritis. The association of ankylosing spondylitis with
Paget´s disease or with polymyalgia rheumatica, it has already been des -
cribed in the literature, but our patient's triple association we have not
found it.
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rodillas, un aumento de la trabeculación en L2, obliteración de la
sacroilíaca derecha con aumento de la densidad y alteración de la tra-
beculación en el coxal derecho sugestivas de enfermedad de Paget
(Fig. 1). Una gammagrafía ósea con tecnecio demostró hipercapta-
ción en sacro, sacroilíacas, hemipelvis y rodilla derechas (Fig. 2).

Basándonos en la presencia de sacroilitis, artritis de miembros
inferiores con edema distal, reacción de fase aguda y HLA B27 posi-
tivo, por un lado, y en los hallazgos radiológicos y escintigráficos a
nivel de L2 y hemipelvis derecha con aumento de marcadores de for-
mación y resorción ósea, por otro lado, diagnosticamos al paciente
de espondiloartropatía de comienzo tardío y enfermedad ósea de
Paget. Inició tratamiento con 150 mg diarios de diclofenaco, 400 UI
diarias de calcitonina de salmón por vía nasal con suplementos cálci-
cos y famotidina. Tres meses después estaba asintomático, la VSG
era de 9 mm y la FA de 359 y suspendió el tratamiento. Seis meses
más tarde presentó dolor y tumefacción en tobillos y 2º dedo del pie
izquierdo. Tenía artritis en ambos tobillos y dactilitis de dicho dedo.
La VSG fue de 20 y la FA de 397. En las radiografías se apreció oste-
oporosis yuxtaarticular. Reinició el mismo tratamiento y seis meses
después volvía a estar asintomático con VSG: 9 y FA: 334. 

En una revisión medio año más tarde el paciente se quejó de pre-
sentar desde un mes antes, cefalea temporal derecha continua rebelde

a analgésicos, astenia y depresión. Tenía unas arterias temporales
engrosadas, duras y sin pulso en la izquierda. El resto de la explora-
ción fue normal. La VSG era de 76, FA: 394 y PCR: 60,9. El hemo-
grama y el resto de la analítica fueron normales. Se realizó una biop-
sia de la arteria temporal izquierda que fue diagnostica de arteritis de
células gigantes. Empezó tratamiento con 60 mg diarios de predniso-
na, calcitonina nasal y calcio y a los dos meses estaba asintomático
con PCR: 2 y VSG: 15.

DISCUSIÓN

Parece claro que nuestro paciente presentaba una espon-
diloartropatía de acuerdo con los criterios de Amor y con los
del ESSG (2), así como una enfermedad de Paget en la pelvis
derecha. La incidencia de las espondiloartropatías que
comienzan en personas mayores de 55 años se ha estimado en
4,4/100000 frente a 26,l9/100.000 en el grupo de edad de 25-
44 años (3). Dubost y Sauvezie (4) describieron un grupo de
pacientes con EPA periférica de inicio tardío, caracterizados
por oligoartritis de miembros inferiores con edema con
fóvea, escasa o nula afectación axial y pronunciados signos
constitucionales y/o elevada VSG. El debut de nuestro
paciente es similar al de éstos. Trabajos posteriores han
demostrado que el espectro clínico de la EPA indiferenciada
de comienzo tardío es tan variado como en los casos de inicio
juvenil o en edades medias (5), pero los pacientes pueden
presentar más dolor cervical y dorsal, dolor torácico anterior,
artritis periférica, afectación de hombro y síntomas sistémi-
cos (6). 

La tasa de prevalencia de la enfermedad de Paget varía
según las zonas geográficas (0,01-8,3%). Casi nunca se
diagnostica antes de los 40 años y su incidencia aumenta
con la edad (7). Su expresión clínica es muy variable y
depende de la localización y extensión del proceso. En la
mayoría de los casos el diagnóstico se basa en las técnicas
de imagen y la elevación de los marcadores de remodelado
óseo (7). Hasta 1990 se habían descrito 17 casos de aso-
ciación de espondilitis anquilosante (EA) y EOP (8,9), aun-
que en algunos es posible que la obliteración de las sacroi-
líacas ocasionada por la EOP simule una EA. La
coexistencia de ambos procesos complica el diagnóstico
(10) y a veces resulta difícil atribuir los síntomas a una de
las dos enfermedades, con la repercusión terapéutica que
i m p l i c a .

Posteriormente nuestro paciente presentó signos y sínto-
mas de arteritis de la temporal que se confirmó mediante
estudio histopatológico. Recientemente se han comunicado 5
casos de asociación de polimialgia reumática y EA en varo-
nes ancianos. En ninguno la EA había sido diagnosticada pre-
viamente, pero tres recordaban síntomas atribuibles a ella
entre los 20 y 40 años. Ninguno de los pacientes presentó signos
o síntomas de arteritis temporal. Sólo tres eran B27 positivo y
el HLA-DR no mostró ningún patrón consistente. A pesar de
ello los autores pretenden establecer una relación causal de los
dos procesos, para lo que se basan en la muy baja probabili-
dad de una coincidencia (11).

La asociación de EOP o EA y arteritis de células gigantes
no la hemos encontrado descrita en la literatura revisada. Es
muy probable que la triple asociación en este caso se trate de
un hecho casual. Alarcón-Segovia et al comunicaron el caso
de otro paciente con artritis reumatoide (AR), espondilitis
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Fig 1: Rx de pelvis en la que se aprecia alteración de trabeculación
en coxal , aumento de densidad en rama isquiopubina y oblitera-
ción de la sacroiliaca.

Fig 2: Gammagrafía ósea con Tc. Hipercaptación en sacroiliacas,
coxal derecho y rodilla derecha.
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anquilosante y enfermedad de Paget, HLA B27 y DR4 posi-
tivo, como en otros casos de coexistencia de AR y EA (12).
La arteritis de la temporal también se ha relacionado con el
HLA DR4 (13). En nuestro caso no se determinó el HLA de
c l a s e I I .

Los tratamientos y el pronóstico de estos tres procesos son
muy diferentes, por lo que es importante un correcto diagnós-
tico. Aunque se trate de una relación sin causalidad, parece
interesante dar a conocer esta excepcional asociación por sus
implicaciones diagnósticas y terapéuticas.


