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Tumor pardo del hiperparatiroidismo secundario
y expresidn en cabeza y cuello. A propésito de un caso

clinico
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About a clinical case

Hilda Moris' Juan Vargas'

" Hospital Clinico Metropolitano el Carmen
Maipu, Santiago, Chile.

2 Cirujano Maxilofacial, Hospital Clinico Me-
tropolitano el Carmen Maipu, Santiago,
Chile.

Correspondence

Correspondence

Hilda Moris Vidal

Hospital Clinico Metropolitano el Carmen
Santiago

CHILE

E-mail: franmorisv@gmail.com

ORCID: 0000-0002-8394-9443

INTRODUCCION

Nicolas Reyne'

Felipe Astorga? Carlos Cortez?

MORIS H, VARGAS J, REYNE N, ASTORGA F, CORTEZ C. Tumor pardo del
hiperparatiroidismo secundario y expresion en cabeza y cuello. A propdsito de
un caso clinico. Craniofac Res. 2022; 1(2):67-72.

RESUMEN: El Hiperparatiroidismo secundario es una complicacién frecuente
de la insuficiencia renal crénica, asociado al tumor pardo, el cual es una pre-
sentacion de osteitis fibrosa quistica que representa una complicacion grave
de la osteodistrofia renal, que afecta principalmente manos, pies y region
craneofacial. Se presenta un caso clinico de una mujer de 32 afnos con enfer-
medad renal crénica en etapa IV, dependiente de hemodialisis, que fue evalua-
da en el afio 2018 por tumor palatino y vertebral, con diagnéstico de displasia
fibro-6sea sin especificar, posteriormente no asistié a controles y fue revaluada
el afio 2020 por aumento de volumen vestibular asociado a grupo V mandibular.
Se evidencid el desarrollo de hiperparatiroidismo secundario y tumor pardo en
calota, vértebra a nivel de C7, maxilar y mandibula, diagnéstico confirmado
mediante biopsia incisional, junto con los antecedentes clinicos, radiograficos y
examenes de laboratorio que incluyeron niveles séricos de calcio, fosfatasa
alcalina, hormona paratiroidea y fosforo.

PALABRAS CLAVE: Hiperparatiroidismo, tumor pardo, maxilar; mandibula.

El hiperparatiroidismo (HPT) es un trastorno endocrino en
el cual se produce un aumento en la secrecion de la hor-
mona paratiroidea (PTH), la cual tiene como funcién princi-
pal el control del metabolismo del calcio, lo que puede pro-
vocar un desequilibro en la actividad de los osteoclastos y,
en casos raros, puede resultar en manifestaciones
esqueléticas de HPT (Gallana et al., 2005; Huang et al.,
2015; Shavlokhova et al., 2021). La PTH es sintetizada y
secretada por la glandula paratiroides. Una vez sintetiza-
da, es almacenada en vesiculas y granulos secretores en
el interior de las células paratiroideas principales. El princi-
pal regulador de la secrecién de PTH es la concentracion
de calcio i6nico en sangre. La PTH actua en los érganos

dianas a través del receptor PTH/PTHrP, presente funda-
mentalmente en las membranas celulares de osteoblastos
y rifién, pero también en otros tejidos (Santiago et al., 2020).
Hay tres formas de HPT: primaria, secundaria y terciaria.
El hiperparatiroidismo primario (HPTP) varia y oscila entre
0,4 y 21,6 casos por 100.000 personas al afio, suele ser
causado por un adenoma (80 %), hiperplasia de paratiroides
(10-25 %), adenomas multiples (5 %) y, en casos raros, el
carcinoma de paratiroides (<1%) (Huang et al., 2015;
Shavlokhova et al., 2021).

Por otro lado, el hiperparatiroidismo secundario
(HPTS) es una complicacién de la enfermedad renal créni-
ca (ERC) y de la enfermedad renal en etapa terminal (ERT),
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ademas, de estar caracterizada por hipocalcemia
(malabsorcion gastrointestinal, deficiencia grave de vitami-
na D, ingesta inadecuada de calcio en la dieta, entre otros)
representa una causa de HPTS (Messina et al., 2021).
Segun la International Burden of Chronic Kidney Disease
and Secondary Hyperparathyroidism, puede afectar hasta
el 54 % de los pacientes en hemodialisis (Hedgeman et al.,
2015; dos Santos et al., 2018; Shavlokhova et al., 2021).
El hiperparatiroidismo terciario (HPTT) es el resultado de
un HPTS de larga duracién (Messina et al., 2021; Queiroz
et al., 2016; Palla et al., 2018).

La afeccidon ésea del HPT es la osteitis fibrosa quistica
(OFC), descrita por primera vez en 1891 por von
Recklinghausen. Es el tipo mas frecuente de cambio 6seo
en la osteodistrofia renal que afecta a la mayoria de los
pacientes en dialisis. El tumor pardo (TP) es una manifes-
tacion grave de la OFC (Gallana et al., 2005; Baracaldo et
al., 2015). La prevalencia general de los TP es baja (aproxi-
madamente 0,1 %); sin embargo, se puede encontrar en
hasta el 4,5 % y el 1,5-1,7% de los pacientes con HPTP y
HPTS, respectivamente (Shavlokhova et al., 2021).

Las mujeres se ven mas afectadas que los hombres (3:1),
especialmente después de la tercera o cuarta década de la
vida y solo alrededor del 2 % son menores de 30 afios al
momento del diagndstico (Baracaldo et al., 2015; dos San-
tos et al., 2018).

Los TP se presentan como lesiones unicas o multiples,
localizandose comunmente en huesos largos, como fémur,
costillas, pelvis y clavicula, sin embargo, puede afectar a
cualquier hueso del cuerpo incluidos, huesos del macizo

facial, preferentemente el maxilar y mandibula (Gallana et
al., 2005; Di Daniele et al., 2009; Encinas et al., 2013; dos

Santos et al., 2018; Shavlokhova et al., 2021). La inciden-
cia en los huesos maxilares es del 4,5 %, siendo mas fre-
cuente en la mandibula que en el maxilar, su aparicion
bimaxilar es menos frecuente (Gallana et al., 2005; Enci-
nas et al., 2013). Por lo anteriormente presentado, es lo
relevante del caso expuesto, debido a que todas las lesio-
nes son en el territorio de cabeza y cuello. En estos tejidos
6seos se produce una disminucién de la densidad
radiogréfica, observandose como una lesién radiolucida,
produciendo una desmineralizacion del margen inferior de
la mandibula y del canal dentario inferior, asi como un adel-
gazamiento de los contornos corticales de los senos maxi-
lares, siendo en estos casos importante el diagnoéstico di-
ferencial por medio de estudio histopatoldgico con otras
lesiones de células gigantes que afectan a los maxilares
(Gallana et al., 2005; Encinas et al., 2013). También se
han descrito TP en otras areas del macizo facial incluida la
region orbitaria (Gallana et al., 2005).

Antecedentes del Caso

Mujer de 32 afios, con antecedentes mérbidos de
hipertensioén arterial en tratamiento con Losartan, Carvedilol
y Amlodipino, insuficiencia renal crénica en etapa IV en
hemodialisis tres veces por semana (lunes - miércoles -
viernes) hace 10 afios, sin alergias conocidas. Acudi6 al
equipo de Cirugia Maxilofacial del Hospital del Carmen por
aumento de volumen palatino en linea mediana y vestibular
asociado a grupo V mandibular, de limites netos, consis-
tencia firme y gomosa a la palpacion, mucosa de colora-
cion normal, asimetria cervical, asintomatico, ausencia de

parestesia nasopalatina (Fig. 1). Intervenida en el afio 2018
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Fig. 1. (A) Aumento de volumen palatino en linea media y (B) vestibular asociado a grupo V mandibular.
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por TP y tumor cervical a nivel de vértebra C7, procedi-
miento con registro diagndstico por biopsia de displasia
fibro-6sea sin especificar. El paciente no asistio a sus con-
troles, siendo reevaluada debido al aumento de volumen
de lesiones intraorales en el afio 2020. Al examen
imagenolégico se observo lesiones osteoliticas multiples
en: calota, vértebra a nivel de C7, maxilay mandibula (Fig.
2). A nivel de paladar duro, se observo lesion de 2,7 x 1,8
cm de didmetro, que se extendié hacia caudal comprome-
tiendo la cavidad oral, y hacia cefalico comprometiendo el
septo nasal. A nivel del mentén, asociado al grupo V denta-

rio, presenté una lesién de 1,9 x 1,7 cm de diametro,

g |

exofitica hacia anterior y que determind una diastasis sig-
nificativa entre los incisivos inferiores hacia la derecha. La
evolucion clinica y diagnéstico previo no fueron
concordantes. Se solicitaron examenes de laboratorio, en
los cuales destaco: fosfatasa alcalina: 411 U/L, PTH: 1418
pg/ml, potasio: 5,0 mEg/L, calcio plasmatico corregido: 8,5
mg/d|, fosforo: 3,7 mg/dl y creatinina: 8,4 mg/dI.

Segun hallazgos clinicos, de laboratorio y radiolégicos, se
sospechd la presencia de TP, por lo cual, se planificé biop-
sia para confirmacion diagndstica. La toma de muestra se
realizo a través de un abordaje intraoral por medio de inci-

sién semilunar con bisturi 2 mm por debajo de encia adhe-
i HAL i

Fig. 2. (A) Lesiones osteoliticas en calota, (B) vértebra a nivel de C7, (C) hueso maxilar y (D) mandibular.
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rida mandibular asociado a grupo V dentario. La toma de
biopsia incisional de margen izquierdo y centro de la lesion

se realizé con bisturi n°15 (Fig. 3). El reposicionamiento de

colgajo, sutura continua festoneada vicryl 3-0, y control de
hemostasia final se realizaron sin inconvenientes. El estu-
dio histopatolégico confirmé el diagnoéstico de TP (Fig.4).
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Fig. 4. Muestra de tejido 6seo. El analisis histopatologico

mostro lesion fusocelular con abundantes células gigantes
multinucleadas. Tincién HE. Aumento 40X.

DISCUSION

El HPTS suele ser el resultado de una nefropatia crénica,
caracterizado por una disminucién de los niveles de calcio y
aumento de la secrecion de PTH. EI TPHPT se suele consi-
derar un proceso neoplasico benigno. Tiene una incidencia
del 3 al 4 % en pacientes con HPTP y del 1,5 % en aquellos
con HPTS (Queiroz et al., 2016; Manjunatha et al., 2019).
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Fig. 3. (A) Incisién semilunar con exposicién de tejido 6seo
mandibular. (B) Remocién de tejido 6seo patoldgico. (C)
Reposicion de los margenes de la lesién mediante sutura.
(D) Muestra de tejido 6seo extirpado para estudio
histopatoldgico.

La region facial se afecta con menos frecuencia y el
HPTS generalmente se asocia con una menor incidencia
de TP que el HPTP. El limitado conocimiento del area
maxilofacial o demora en el diagndstico puede llevar al diag-
nostico en una etapa posterior con un desarrollo mayor de
masa tumoral (Shavlokhova et al., 2021).

Cuando se confirma el diagnostico de TP, la necesi-
dad de tratamiento depende de la extension de la masa
tumoral y de los problemas funcionales asociados
(Shavlokhova et al., 2021, dos Santos et al., 2018). Clasifi-
car el hiperparatiroidismo es fundamental para orientar el
abordaje del TP (dos Santos et al., 2018). Se debe realizar
el control y ajuste de los niveles sanguineos de calcio,
fosfato y vitamina D en pacientes con enfermedad renal
cronica. Los primeros pasos en la terapia incluyen la nor-
malizacion de los niveles de calcio y fosfato y, por lo tanto,
un enfoque terapéutico multidisciplinario. La administraciéon
de calcitriol o activadores del receptor de vitamina D suele
ser suficiente para controlar la HPTS y atenuar el creci-
miento de la masa tumoral (Shavlokhova et al., 2021).

La extirpacion quirurgica de las masas tumorales
puede ser necesaria en pacientes con una respuesta in-
adecuada al tratamiento conservador y la paratiroidectomia,
0 en caso de compromiso funcional, ya que la resolucion
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de la lesién puede tardar meses o afios (Shavlokhova et
al., 2021, dos Santos et al., 2018). En la mayoria de los
casos, los tumores son asintomaticos, sin embargo, pue-
den causar deformidad facial y alteraciones funcionales
debido a su efecto 6seo expansivo como disfuncion
masticatoria, maloclusion, obstruccién nasal, epifora y
diplopia (Shavlokhova et al., 2021; dos Santos et al., 2018;
Queiroz et al., 2016; Palla et al., 2018). Ademas, los TP
pueden causar fracturas patoldgicas y compresion de la
medula espinal generando dificultades neurolégicas. Los
casos extensos pueden provocar dificultad respiratoria y
disfagia lo que representa una afeccion médica grave si no
se trata adecuadamente (Shavlokhova et al., 2021; dos
Santos et al., 2018; Palla et al., 2018).

Otros autores defienden el abordaje quirurgico de las
lesiones o6seas, realizado simultdaneamente o tras
paratiroidectomia, o tratamiento renal (dos Santos et al.,
2018). Cada caso debe evaluarse cuidadosamente y la de-
cision de tratamiento debe tener en cuenta factores como el
sitio anatémico, el comportamiento clinico y la extension de
la lesién. También se deben considerar factores relaciona-
dos con el paciente, como la edad y la condicion sistémica.

Respecto a las opciones terapéuticas recién men-
cionadas es importante conocer y diferenciar lesiones que
afectan tanto al maxilar como a la mandibula ya que algu-
na de ellas comparte caracteristicas histoldgicas similares,
especialmente cuando estan involucradas células gigan-
tes multinucleadas.

Estos incluyen TP, granuloma central de células gi-
gantes (GCCG), granuloma periférico de células gigantes,
quiste 6seo aneurismatico y etapas iniciales del querubismo
(dos Santos et al., 2018). Por lo que, su diagnostico dife-
rencial se realiza en base a las caracteristicas clinicas y
radiograficas(Manjunatha et al., 2019; Di Daniele et al.,
2009). Sin embargo, pruebas de laboratorio como son la
PTH, calcio, fosfatasa alcalina y fosforo son necesarias para
diferenciar la CGCG del TP, porque las dos enfermedades
comparten caracteristicas clinicas, radiograficas e
histolégicas (Encinas et al., 2013; Arias et al., 2014; dos
Santos et al., 2018).

En lesiones sospechosas de TP se debe realizar
biopsia junto con la posterior enucleacion y legrado, inclui-
do el hueso sano circundante, siendo la terapia estandar
para lesiones localizadas pequefias y solitarias (Gallana et
al., 2005; Baracaldo et al., 2015; Arias et al., 2014). Las le-

siones mas extensas, que incluyen multiples puntos de le-
sion y lesiones con margenes poco claros, se someten a
resecciones marginales o segmentarias (Shavlokhova et al.,
2021). Como no hay casos reportados con recurrencia de
masa tumoral después de la reseccion o transformaciones
malignas, una reseccion quirurgica mas minimamente
invasiva es la terapia de eleccion. Sin embargo, en ciertos
casos con grandes lesiones progresivas, sera necesaria la
reseccion radical (Baracaldo et al., 2015; Shavlokhova et
al., 2021).

CONCLUSION

Se debe incluir al tumor pardo del hiperparatiroidismo
dentro del diagndstico diferencial de lesiones en el territo-
rio maxilofacial. Se debe considerar que las lesiones de la
cavidad oral, pueden ser la primera manifestacion clinica
de una patologia sistémica, donde realizar una anamnesis
detallada del paciente, es un paso crucial para llegar al
diagnéstico.
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cion del presente estudio.
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ABSTRACT: The brown tumor is a presentation of osteitis
fibrosa cystica that represents a serious complication of
renal osteodystrophy, mainly affecting the hands, feet, and
craniofacial region. Secondary hyperparathyroidism is a
common complication of chronic kidney failure. A clinical
case of a 32-year-old woman with chronic kidney disease
dependent on hemodialysis is presented, who was
evaluated in 2018 for a palatal and vertebral tumor, later
did not attend controls and was reassessed in 2020, where
it was evidenced the development of secondary
hyperparathyroidism and brown tumor in the calvarium,
vertebra at the C7 level, maxilla and mandible, diagnosis
confirmed by incisional biopsy together with clinical history,
radiographic and laboratory tests that included serum levels
of calcium, alkaline phosphatase, parathyroid hormone and
phosphorus.

KEY WORDS: Hyperparathyroidism, brown tumor;
maxilla; mandible.
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