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Osteosarcoma meningeo sin exposicion previa a radiaciones.
A propésito de un caso
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Resumen

Los osteosarcomas intracraneales primarios son lesiones verdaderamente infrecuentes. La radia-
cién previa ha sido, descrita como un factor predisponente para el desarrollo de osteosarcomas me-
ningeos primarios. Presentamos el caso de un paciente diagnosticado de osteosarcoma meningeo
primario sin exposicién previa a radiaciones, tratado con cirugia, quimio y radioterapia, aprove-
chando para revisar el estado de la literatura al respecto.
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Summary

Primary intracraneal osteosarcomas are very rare. Previous radiation has been described as a
predisposing factor to develop primary meningeal osteosarcomas. We report the case of a male
patient diagnosed of primary meningeal osteosarcoma without previous irradiation history. He was
treated by surgery, chemotherapy and radiotherapy. We made a review of the literature.
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Introduccién

Los sarcomas son neoplasias originadas en el tejido
mesenquimal y que, por tanto, pueden presentarse en
cualquier localizacién. Los osteosarcomas son sarco-
mas originados a partir de tejidos 6seos, principal-
mente en la metéfisis de huesos largos, pero que pue-
den aparecer en huesos planos y, rara vez (4%), en te-
jidos blandos ' (172% de los sarcomas de tejidos blan-
dos). Los sarcomas intracraneales primarios no origi-
nados en el craneo son poco frecuentes pero condro-
sarcomas, mixomas, tumores fibrosos y sarcomas de
Ewing han sido comunicados. Los osteosarcomas me-
ningeos primarios (OMP) son extremadamente raros?.

Los antecedentes de radiacién estan reconocidos co-
mo un factor de riesgo para el desarrollo de sarcomas
en tejidos blandos y hueso?, y la radioterapia (RT) cra-
neal ha sido descrita como un factor predisponente al
desarrollo del OMP*. El intervalo entre la exposicién a
la radiacién y el diagnéstico del osteosarcoma ronda
los 16 afios, con un rango que va de 4 a 35 afios®. El
OMP ha sido también descrito meses después de la ra-
diacién? y sin evidencia de ésta & °.

En la literatura revisada, el OMP ha sido fundamen-
talmente descrito en pacientes varones de 35 a 56
afios. Principalmente aparecen en pacientes tratados
con RT por otros tumores (adenomas pituitarios, glio-
blastomas o meningiomas) 4 ¢ '°. Sus sintomas son si-
milares a los de otras neoplasias intracraneales: Cefa-
leas, déficit locomotor progresivo o del campo visual,
cambios de comportamiento, vémitos o inestabilidad,
con una escasa incidencia de convulsiones. La explo-
racién neurolégica puede revelar distintos signos como
hiperreflexia, dificultad de equilibrio o déficit sensitivo
y locomotor.

Las exploraciones complementarias incluyen hemo-
grama y bioquimica general y radiologia de térax,
(genera|men’re normales), tomografiq computerizcdo
(TAC) o resonancia nuclear magnética cerebral
(RNMC), que suelen mostrar masas hiperdensas, total
o parcialmente calcificadas, con edema alrededor, y
gammagrafia con “"Tecnecio y radiologia ésea com-
pleta, a fin de garantizar un origen no metastasico del
proceso.

El hallazgo patolégico méas comin es la presencia
de una matriz osteoide que contiene calcio y células
afipicas uni o multinucleadas, poligonales o fusiformes,
con un importante pleomorfismo nuclear, nucleolos
prominentes y frecuentes mitosis atipicas. Esta matriz
puede fefirse con pentacromo de Movat, anilina azul
de Heidenhain y tincién de Von Kossa .

La cirugia suele representar el tratamiento inicial, y
en ocasiones Unico, del OMP. Una reseccién completa
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debe ser la meta de la cirugia, evitando biopsias pre-
vias por el riesgo de diseminacién a lo largo de su re-
corrido y garantizando unos mérgenes de seguridad
convenientes.

El tratamiento adyuvante incluye RT, quimioterapia
(QT) o ambas'. La QT basada en esquemas de doxo-
rrubicina y cisplatino es la mas frecuente (p.e. adria-
micina, ifosfamida y cisplatino o ifosfamida, etopésido
y cisplatino alternando con ifosfamida, etopésido y
adriamicina) y efectiva incluso en esquemas de rescate
para OMP metastdasico'.

El OMP es una neoplasia de mal pronéstico que de-
be tratarse agresivamente combinando estrategias. La
supervivencia sin recaida més allé de los dos afios de
seguimiento puede lograrse con una cirugia amplia y
total, CT y RT'.

Caso clinico

Presentamos el caso de un varén de 59 afos que
consulta por un cuadro de déficit intelectual, convulsio-
nes, bradipsiquia, desorientacién y estupor en los dias
previos. La TAC sin contraste muestra una lesion fron-
tal izquierda periférica y de 3'5 cms de didmetro, con
una amplia base y efecto masa, acompafiada de her-
nia trans-subcifoidal, colapso del tercer ventriculo y di-
latacién de los ventriculos laterales. Estos hallazgos
fueron interpretados como la presencia de un menigio-
ma del l6bulo frontal izquierdo y se efectué una resec-
cién en Diciembre del 2000. La anatomia patolégica
fue informada como osteosarcoma meningeo (Macros-
copia: Masa de 5'2x4’5 cms parcialmente calcificada.
Microscopia: Tumor osteogénico bien delimitado, sin
infiltracién del parénquima. Trabéculas éseas irregula-
res conteniendo dreas atipicas, dreas bien diferencia-
das con células osteoclésticas, necrosis y hemorragia).

La gammagrafia con *"Tecnecio fue positiva en el
campo quirlrgico, los andlisis de laboratorio normales
y la TAC corporal mostraba parélisis del hemidiafrag-
ma izquierdo e hidrotérax.

Derivado a nuestra unidad y descartada la afecta-
ci6bn metastasica, el paciente inicié un programa de
QT adyuvante, pero tras un primer ciclo de cisplatino y
adriamicina, la resonancia nuclear magnética eviden-
cié la persistencia de una neoplasia meningea frontal
rodeada de una coleccion de sangre, con efecto masa
y colapso ventricular.

Se realiz6 una segunda reseccién con margenes
amplios y el patslogo informé en la pieza la persisten-
cia de un osteosarcoma de la meninge dural, con infil-
tracién del tejido cerebral y del hueso. Se programé
un régimen de QT adyuvante con ciclofosfamida 600
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mg/m?, bleomicina 15 mg/ m? y actinomicina-D 0’6
mg/ m? (dia 1/21 dias) y metotrexate semanal, que el
paciente interrumpié por voluntad propia tras el pri-
mer ciclo. Por ese motivo se le administré RT adyuvan-
te de Marzo a Mayo del 2000, 50 + 14 Gy (5x2
Gy/semanales) de ©°Cobalto.

El paciente continué revisiones hasta Mayo del
2003, cuando se descubrié una recaida local median-
te RNM, y fue enviado al servicio de Neurocirugia del
Hospital Carlos Haya de Mélaga. EI 11-05-2003, re-
firiendo déficit intelectual e incontinencia urinaria, se
le realizé una nueva RNMC que mostraba un proceso
expansivo frontoparietal, extendido al lébulo frontal
derecho y al cuerpo calloso, y una TAC torécica que
apreciaba miltiples nédulos metastasicos en ambos
pulmones. Se descarté tratamiento con cirugia, QT y
RT, y se administraron corticoides a altas dosis, consi-
guiendo una mejoria inicial.

Sin embargo, el 30 de Agosto del 2003, el paciente
acudié a las urgencias de nuestro centro, presentando
un severo deterioro de conciencia, con un indice de
Karnoffsky del 30%, disnea y trombosis del sistema fe-
moral izquierdo, aprecidndose en la placa de térax
moltiples metdstasis pulmonares.

Conseguida su estabilizacién, se desestimé la apli-
cacién de tratamiento oncolégico activo y el paciente
fue remitido a cargo de nuestra Unidad de Cuidados
Paliativos.

Discusion

La comunicacién de este caso esté motivada por la
rareza de encontrar un sarcoma osteogénico en un te-
jido sin hueso como son las meninges. El OMP es una
neoplasia realmente infrecuente, cuyo tratamiento defi-
nitivo adn es controvertido debido a la escasez de ca-
sos conocidos y a la ausencia de estudios comparati-
vOsS.

La necesidad de una cirugia radical con mérgenes
amplios es evidente. El riesgo de recaida local en sar-
comas 6seos y de tejidos blandos es alto cuando los
margenes quedan demasiado cerca del érea tumoral,
pero la presencia de estructuras cerebrales dificulta la
cirugia en el OMP. Nuestro caso presenté un recaida
local incluso con un informe patolégico de reseccion
completa y una segunda cirugia con amplios marge-
nes fue indispensable para el control del proceso.

En esta segunda intervencién se apreciaba infiltra-
cién de las estructuras cerebrales y del hueso, y aun-
que a veces el OMP ha sido descrito como un tumor
poco agresivo localmente, este hallazgo refuerza la
importancia de una cirugia radical y amplia.

La efectividad de la QT adyuvante no pudo probar-
se dada la negativa del paciente a realizarla, aunque
quedc patente en la literatura revisada, como no puo|o
valorarse la eficacia de una QT paliativa. En este sen-
tido, se emplearon dosis de RT similares a las descritas
por otros autores. La infiltracién de tejidos vecinos, la
persistencia de tumor viable en la segunda reseccién y
el riesgo de diseminacién por los campos quirdrgicos
debido a las reiteradas craneotomias fueron razones
decisivas para la indicacién de RT adyuvante.

Respecto al origen del OMP, la radioexposicién pre-
via ha sido ampliamente asumida como un factor pre-
disponente para el desarrollo de sarcomas. Se cono-
cen casos de OMP no irradiados® °, lo que, como en
el caso de nuestro paciente, nos llevan a pensar que la
patogénesis del OMP no esté ain completamente acla-
rada y que deben existir otros factores etiolégicos que
adn desconocemos.

Finalmente, podemos concluir que el OMP es un in-
frecuente sarcoma osteogénico originado en las me-
ninges, que precisa de un tratamiento agresivo que
combine cirugia, QT y RT para mejorar la superviven-
cia de los pacientes.
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