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Resumen.- OBJETIVO: Revisar la forma de presentacién,
fisiopatologia, diagnostico y alternativas terapéuticas del
priapismo recurrente mediante la presentacién de un nuevo
caso.

METODOS: Varén de 25 afios, estudiado en ofro centro
por presentar episodios recurrentes de priapismo desde
hace aproximadamente 18 meses. Estos episodios se pro-
ducen a diario, interfiriendo de forma importante con la
calidad de vida del paciente.

RESULTADOS:  Se inicio fratamiento con  Bicalutamida
50mg,/24h sin mejoria. En la andlitica, ecografia doppler

CORRESPONDENCIA

Roberto Molina Escudero

Servicio Urologia

Hospital General Universitario Gregorio
Maranén

Doctor Esquerdo, 46

28007 Madrid. (Espafial

robersescu@hotmail.com

Aceptado para publicar: 14 de noviembre 2009.

559

peneana y arferiografia selectiva de arterias pudendas no
se evidenciaron alteraciones. Se pauté Tadalafilo 5mg/
24h  durante dos meses sin respuesta. Posteriormente se
instaurd fratamiento con Diazepam 10 mg/24h y Terbuta-
lina 5 mg/24h permitiendo el control de la enfermedad,
quedando asintfomatico en la actualidad.

CONCIUSIONES: El priapismo recurrente es una forma
poco comin de presentacién de esta enfermedad, produ-
cida por una alteracién en los mecanismos de regulacién
de la ereccion mediados por la 5PDE y el GMPc.

Se han propuesto varios férmacos en su tratamiento con
eficacia variable, aunque no existen series suficientemente
largas para poder recomendar ninguno como primera op-
cién. El uso de inhibidores de la 5PDE de forma prolonga-
da, ha sido utilizado con éxito por algunos grupos.

El conocimiento de estas alternativas, es importante para el
tratamiento de esta compleja e infrecuente patologia.

Palabras clave: Priapismo recurrente. Inhibidores
de la 5PDE.

Summary.- OBJECTIVE: To review the presentation,
physiopathology, diagnosis and therapeutic alternatives of
stuttering priapism with the contribution of a new clinical
case.

METHODS: A 25 year old man, studied in another cenfer
for recurrent episodes of priaprism for about 18 months.
These episodes occur daily, significantly inferfering with
patient’s quality of life.

RESULTS: Initially he was freated with Bicalutamide 50mg,/
24h with no improvement. Blood test, penile Doppler
ultrasound and selective arferiography of pudendal arteries
showed no abnormdlities. Tadalafil 5mg/24h was given
for two months without response. Subsequently were freated
with Diazepam 10 mg/24h and Terbutaline 5 mg,/24h
allowing control of the disease, remaining asympfomatic
at present.

CONCILUSIONS: Stuttering priapism is a rare form of
presentation of this disease, caused by an alferation in the
regulatory mechanisms of erection mediated by 5PDE and

cGMP

Several drugs have been proposed in freatment with variable
effectiveness, though there is no series long enough fo
recommend either as first choice. The use of inhibitors 5PDE
so long, has been used successfully by some groups.

Knowledge of these alternatives is important for the freatment
of this complex and unusual pathology.

Keywords: Siuttering priapism. S5PDE inhibitors.
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INTRODUCCION

El priapismo se define como una ereccién persistente,
involuntaria, en ausencia de estimulo o deseo sexual,
con una duracién superior a 4-6 horas.

Este término procede del dios griego Priapus, dios de
la fertilidad, cuyo gran falo era simbolo de la masculini-
dad. Encontramos papiros egipcios que hablan de esta
patologia y proponen tratamientos frente a la misma.

La primera publicacién a cerca del priapismo fue rea-
lizada en el afio 1616 por Petraens, siendo en 1824
cuando Callaway describié el primer caso en lengua
inglesa (1).

Su incidencia se encuentra en torno a 1/100.000 ha-
bitantes, habiéndose incrementado en los 0ltimos afios
por la generalizacién del uso de inyecciones intracaver-
nosas e inhibidores de la 5 fosfodiesterasa (5PDE) en el
tratamiento de la disfuncién eréctil (2).

Desde el punto de vista etiolégico existen miltiples cau-
sas (neoplasias hematolégicas, traumatismos, drogas,
picaduras de insecto...), siendo la més frecuente (50%)
la idiopdtica.

Tradicionalmente el priapismo se clasifica en tres for-
mas: isquémico, arterial y recurrente.

El isquémico (bajo flujo), es el més frecuente, y se ca-
racteriza por la ausencia de flujo sanguineo cavernoso
que condiciona una ereccién prolongada, generalmen-
te dolorosa con participacién del glande y del cuerpo
esponjoso. En la gasometria cavernosa se evidencia
acidosis, hipercapnia e hipoxia. Constituye una emer-
gencia médica por el riesgo de necrosis y fibrosis del
cuerpo cavernoso que conlleve a una disfuncién eréctil
permanente.

La variante no isquémica (arterial o de alto flujo), suele
estar producida por una fistula arterio-cavernosa secun-
daria a traumatismos y se caracteriza por una ereccién
menos marcada, no dolorosa y con gasometria caverno-
sa normal, no constituyendo una emergencia.

Por (ltimo existe una forma poco comin, la variante re-
currente (“Stuttering priapism”), que consiste en episo-
dios de priapismo que acontecen generalmente durante
el suefo, con tumescencia normal entre las crisis.

CASO CLINICO

Varén de 25 afios estudiado en ofro centro por pre-
sentar episodios recurrentes de priapismo desde hace
aproximadamente 18 meses.

En su historia clinica no se encuentran antecedentes
médico-quirirgicos de interés, ni uso de sustancias de

abuso, asi como ningdn evento precipitante reconoci-

ble.

El paciente refiere que inicialmente los episodios de
priapismo acontecian 1 vez /mes, necesitando destu-
mescencia con alfa adrenérgicos intracavernosos en el
servicio de urgencias en varias ocasiones. Seis meses
después, el cuadro se repite de forma diaria hasta la
actualidad, interfiriendo de un modo muy importante en
sus actividades cotidianas, en su vida de pareja y pro-
fesionalmente.

Las crisis consisten en erecciones nocturnas dolorosas,
que despiertan al paciente, caracterizadas por la tur-
gencia e hipersensibilidad del glande y la participa-
cién del cuerpo esponjoso, no cediendo tras la eya-
culacién.

Los episodios ceden mediante la realizacién de ejerci-
cio fisico intenso durante un periodo minimo de 1 hora,
aunque ocasionalmente el paciente necesita acudir a
urgencias para conseguir la destumescencia.

En la valoracién inicial se realizé exploracién fisica y
analitica completa, descartandose neoplasias hema-
tolégicas y anemia de células falciformes como agen-
tes etioloégicos. Se inicié tratamiento con Bicalutamida
50mg/24h durante dos meses sin mejorar la sintoma-
tologia.

Ante la persistencia de los sintomas el paciente es re-
mitido a nuestro centro donde se realizan eco doppler
peneano y arteriografia selectiva de las arterias puden-
das; descartandose fistulas arterio-cavernosas.

Con el diagnostico de priapismo recurrente idiopatico
se inicia tratamiento con Tadalafilo 5 mg/ dia durante
tres meses, sin éxito.

Tras el fracaso terapéutico inicial, se propuso al pacien-
te el uso combinado de Terbutalina 5 mg/24h y Dia-
zepam 10 mg/ 24h durante tres meses, consiguiendo
el control de la enfermedad, encontrandose el paciente
asintomdtico en la actualidad.

DISCUSION

El priapismo recurrente es la forma menos comin de
presentaciéon de esta enfermedad. Se caracteriza por la
presencia de erecciones dolorosas nocturnas de repeti-
cién, generalmente de corta duracién, ocasionalmente
més prolongadas, precisando atencién médica urgente.
Estos pacientes presentan una funcién sexual normal en
el intervalo intercritico. Los episodios pueden ser de alto
o bajo flujo.

Las causas mas frecuentes de esta patologia son la
anemia de células falciformes y las neoplasias hemato-
légicas, aunque existe un amplio porcentaje de casos
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donde no se evidencia ninguna patologia subyacente,
definiéndose como idiopético.

Fisiopatologicamente se caracteriza por una alteracién
en la sinfesis de oxido nitrico (NO) por parte del endo-
telio del misculo liso cavernoso. Esto condiciona una
disminucién de la expresion de una proteina kinasa de-
pendiente de GMPc, que secundariamente produce una
disminucién de los niveles de la 5PDE.

Como consecuencia de esta alteracion de la regulacion
del msculo liso cavernoso se produce una respuesta
alterada a los estimulos sexuales (nocturnos, reflexége-
nos, o psicégenos), dando como resultado una ereccién
anormalmente prolongada (3).

El diagnostico se establece mediante la historia de
erecciones nocturnas dolorosas recurrentes, siendo
necesario descartar mediante determinacién analitica
sanguineaq, leucemias, linfomas y anemia de células fal-
ciformes como responsables del cuadro clinico. Otras
exploraciones complementarias como eco-doppler de
los cuerpos cavernosos, o arteriografia estan indicadas
para descartar fistulas arferio-cavernosas, antes de con-
siderar el priapismo como idiopético.

En relacion al tratamiento, existen maltiples opciones,
aunque ninguna de ellas se puede considerar de elec-
cién dada la escasa informacién existente en la literatu-
ra, siendo la mayoria de ellos series muy cortas o casos
clinicos aislados (4).

El uso de antiandrégenos y anélogos de LHRH es el tra-
tamiento cldsico, con una aceptable tasa de respuestas,
pero con un alto indice de disminucién de la libido y
atrofia testicular, como demuestran Dahm et al. en una
serie de nueve pacientes (5).

La utilizacién de Digoxina a dosis de 0.25-0.50 mg/ dia
fue propuesta por Sadeghi-Nejad et al en un estudio de
Digoxina vs placebo. Este autor demostré un incremento
de la concentracion de calcio en el misculo liso caver-
noso, disminuyendo la frecuencia de las erecciones con
minimos efectos sobre la funcién androgénica (6).

La Terbutalina oral a dosis de 5-10 mg diarios también
se ha utilizado para disminuir las recurrencias gracias a
su efecto agonista beta adrenérgico. Lowe et al realiza-
ron un estudio comparando la eficacia de Terbutalina vs
placebo en 75 pacientes con priapismo recurrente, ob-
teniendo una respuesta del 36% (7). En ofro estudio con
68 pacientes, Priyadarschi et al compararon de nuevo
la eficacia de Terbutalina vs placebo en el tratamiento
de esta patologia, obteniendo una tasa de respuestas
del 42% en los pacientes tratados con Terbutalina, fren-
te al 15% de que recibieron placebo (8).

Otro agente oral utilizado es el Baclofeno, un agonista
del receptor GABA que produce una disminucién de los
reflejos mono y polisinapticos a nivel espinal. La expe-
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riencia en su uso se limita a pequefias series de casos
clinicos (9).

La utilizacién de otros fdrmacos como Gabapentina, Hi-
dralacina, o Hidroxiurea esta descrita en casos clinicos
aislados.

Recientemente se ha postulado el uso de inhibidores de
la 5PDE a bajas dosis de forma continua en el trato-
miento del priapismo recurrente. Este uso permite una
regulacién adecuada de los elementos que intervienen
en el proceso de la ereccién: 5PDE y GMPc, fundamen-
talmente, basado en la teoria de una alteracién en la
expresién de este enzima como responsable del cuadro
clinico, aunque si bien es cierto que este uso de los inhi-
bidores de la 5PDE es controvertido (10).

La disregulacién de la 5PDE en pacientes con deficien-
cia de la Oxido Nitrico Sintetasa endotelial provoca una
supersensibilizacién del tejido eréctil al GMPc, originan-
do una respuesta eréctil desproporcionada a estimulos
psicégenos y reflexdgenos tales como la fase REM del
suefio o manipulacién genital (11).

Existen ofras alternativas terapéuticas de uso menos
extendido como es la aplicacién intracavernosa de fe-
nilefrina por el propio paciente u ofras aminas simpati-
comiméticas.

En los casos refractarios al tratamiento médico, los
shunts corporo cavernosos y el implante de una prétesis
de pene pueden considerarse como una alternativa te-
rapéutica (12).

Es importante realizar el diagnostico diferencial con las
erecciones dolorosas relacionadas con el suefio. Estas
se caracterizan por presentar una alteracién de la fun-
cién autonoma durante el suefio, teniendo como resul-
tado dolor en las erecciones que aparecen durante la
fase R.E.M. despertando al paciente y cediendo gene-
ralmente con medidas fisicas. El tratamiento consiste en
la administracién de antidepresivos como amitriptiling,
clozapina o paroxetina en dosis Onica diaria antes de
dormir (13).

CONCLUSIONES

El priapismo recurrente es una forma poco comin de
presentacién de esta enfermedad, en la que se produce
una alteracién en los mecanismos de regulacién de la
erecciéon mediados por la 5PDE y el GMPc, teniendo
como consecuencia la presencia de erecciones doloro-
sas nocturnas que pueden ser de alto o bajo flujo.

Se han propuesto varios farmacos en su tratamiento
con eficacia variable, aunque no existen series suficien-
temente largas para poder recomendar ninguno como
primera opcién. Paradéjicamente el uso de inhibidores
de la 5PDE de forma prolongada, ha sido utilizado con
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éxito por algunos grupos, constituyendo una opcién te-
rapéutica adicional.

El conocimiento de estas alternativas, es importante
para el urélogo, de cara al tratamiento de esta comple-
ja e infrecuente patologia.

BIBLIOGRAFIA y LECTURAS
RECOMENDADAS (*lectura de interés y **
lectura fundamental)

1.

*2.

*3.

Callaway T. Unusual case of priapism. London Me-
dical Repository 1824; 1:286,

Rodriguez R, Garcia S, Puigvert A, Pomerol J.M,
Mundrriz R. Priapismo. Actas Urol Esp, 2005; 29:
961-8.

Yuan J, DeSouza R,Westney L, Wang R. Insights of
priapism mechanism and rationale treatment for re-
current priapism. Asian J Androl, 2008; 10: 88—101.
Muneer A, Minhas S, Arya M, Ralph J. Stuttering
priapism — a review of the therapeutic options. Int J
Clin Pract, 2008; 62:1265-70.

Dahm P, Rao DS, Donatucci CF. Antiandrogens in
the treatment of priapism. Urol, 2002; 59: 138.

*7.

**10.

11.

12.

13.

Sadeghi-Nejad H, Gupta S, Salimpour P, Daller M,
Krane RJ, Goldstein 1. Treatment of recurrent veno-
occlusive priapism by digoxin. J Urol, 1997; 157:
202.

Lowe FC, Jarow JP. Placebo-controlled study of oral
terbutaline and pseudoephedrine in management of
prostaglandin E1-induced prolonged erections. Urol,
1993; 42: 51-3.

Priyadarshi S. Oral terbutaline in the management of
pharmacologically induced prolonged erection. Int J
Impot Res 2004; 16: 424-6.

Rourke KF, Fischler AH, Jordan GH. Treatment of
recurrent idiopathic priapism with oral baclofen. J
Urol, 2002; 168: 2552-3.

Burnett A, Trinity J, Champion H, Musicki B. Long-
term oral phosphodiesterase 5 inhibitor therapy alle-
viates recurrent priapism. Urol, 2006; 67:1043-8.
Champion HC, Bivalacqua TJ, Takimoto E, Kass
DA, Burnett AL. Phosphodiesterase-5A dysregula-
tion in penile erectile tissue is a mechanism of pria-
pism. Proc Natl Acad Sci USA, 2005; 102: 1661-6.
Carson C. Surgery for Stuttering Priapism. J Urol,
2009; 181:449-51.

Menéndez V, Mora A, Prieto L, Galan J, Fernandez
C, Garcia F. Erecciones dolorosas relacionadas con
el suefo. Actas Urol Esp, 1999; 23: 539-41.



