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Adamantinoma de tibia en estadio temprano en adulto: reporte de caso
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y que comprende el 0,4% de todos los tumores 6seos primarios. Debido a la rareza de esta entidad y a su
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Abstract

Adamantinomais a low-grade, biphasic malignant tumor, frequently located in tibial diaphysis, and comprising
Citar como: Padiilla J, Victorio C, 0.4% of all primary bone tumors. Due to the rarity of this entity and its similarity with benign lesions, its
Quispe J, Latorre A. Adamantinoma diagnosis is sometimes delayed. We present the case of a 38-year-old female patient with a painful tumor in
de tibia en estadio temprano en the left leg of 2 years of evolution, with radiological and histopathological studies that confirmed the diagnosis
adulto: reporte de caso. An Fac med. in the early stage.
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INTRODUCCION

El adamantinoma es un tumor malig-
no de bajo grado, bifasico, caracterizado
por una variedad de patrones morfoldgi-
cos, con grupos de células epiteliales ro-
deadas por células fusocelulares frecuen-
temente localizado en la tibia (di&fisis),
y que comprende el 0,4% de todos los
tumores Oseos primarios®. El adamanti-
noma ocurre mas comunmente entre las
edades de 20y 50 afios, pero se ha infor-
mado en nifios de hasta 3 afios de edad?.
El tumor afecta frecuentemente a los
huesos largos (97 % de los casos), y es-
pecificamente la tibia (80- 85 % de los ca-
sos), representando la caracteristica clini-
ca mas caracteristica de este tumor. En
10 a 15%, la lesion también se encuentra
en el peroné ipsilateral®. El adamantino-
ma se caracteriza por la positividad de la
citoqueratina y una clara diferenciacion
epitelial de los grupos celulares alojados
en el tejido fibroso®. Desde el punto de
vista radioldgico se caracteriza por lesio-
nes radiollcidas circunscritas, semejan-
tes a burbujas; tipicamente sin reaccion
peridstica®. Debido a la rareza de esta en-
tidad y a su similitud con lesiones benig-
nas, su diagnostico a veces se retrasa. El
diagnostico diferencial es prinicipalmen-
te con lesiones benignas dseas®.

REPORTE DEL CASO

Paciente mujer de 38 afios sin antece-
dentes de importancia, acude al Servicio de
Traumatologia del Hospital Nacional Edgar-
do Rebagliati Martins por presentar desde
hace 2 afios tumoracidn en cara antero me-
dial de pierna izquierday dolor moderado a
la deambulacion, de curso insidioso, provo-
cando limitacién a la movilidad. La paciente
no presentaba antecedentes de pérdida de
peso, fiebre u otros sintomas sistémicos. A
la exploracion fisica se observé tumoracion
de consistencia dura en 1/3 medio anterior
de pierna izquierda de 4 x 5 cm aproxima-
damente, adherido a planos profundos, no
doloroso a la palpacién superficial. Se rea-
lizaron radiografias anteroposterior y late-
ral de la pierna izquierda (Figura 1) donde
se observo una imagen radiolucida de 13
x 9 mm de bordes escleréticos con aspec-
to de nido proyectada en la regién cortical
del tercio superior de la tibia que engrosa
parcialmente la cortical y discreta protru-
sion tanto interna como externa. No hubo
evidencia de enfermedad en la tomografia
de térax.

Figura 1. a) Radiografia AP de pierna izquierda, b) radiografia lateral donde se observa imagen
radiolucida de 13 x 9 mm con engrosamiento parcial de la cortical 6sea.

En la resonancia magnética realizada
(Figura 2), se observo engrosamiento
cortical del tercio medio de tibia izquier-
da a nivel del reborde anterior tibial de
14 x 9 mm con degeneracion quistica in-
terna, caracterizado por aumento de se-
fal en la imagen axial ponderada en T2 y
densidad protdnica con supresion grasa.
La imagen axial ponderada en T1 eviden-
cid que la lesidn se encontraba demarca-
da en relacion con el compartimiento de
la médula 6sea por borde esclerdtico, asi
como leve prominencia de partes blan-
das de aspecto inflamatorio, con grupos

musculares con caracteres morfolégicos
y de sefial normales.

Dado los hallazgos radiolégicos y el
grupo etario, se plantean los diagndsticos
diferenciales: adamantinoma, fibroma
condromixoide y foco de displasia fibrosa.
Por lo que se decidio realizar una biopsia.

El estudio histolégico patolédgico de
la biopsia fue: proliferacion fibrosa dsea
con presencia de nidos epiteliales sin
atipia, estudio de citoqueratina positivo,
consistente con adamantinoma sin me-
tastasis. (Figura 3).

Figura 2. a) Imagen de resonancia magnética en corte sagital DP FS, (Densidad protonica Fat Sat),
b) RMN T1 transversal, ¢) RMN T2 transversal y d) RMN DP FS transversal.
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Figura 3. Estudio anatomopatolégico. a) Islotes de células de aspecto epitelial, rodeadas por estroma fibroso hipocelular, sin atipias ni mitosis. b) Nidos
rodeados por estroma fibroso con formacion de limenes. ¢) Estudio de citoqueratina positivo en componente epitelial.

DISCUSION

El adamantinoma es un tumor &éseo
primario extremadamente raro, de bajo
grado y de crecimiento lento con una
histogénesis debatida®. El diagnostico de
esta patologia se basa en hallazgos clini-
cos, radioldgicos y anatomopatoldgicos.

Radioldgicamente, se presenta como
una lesién osteolitica Unica, o multilo-
bulada, bien circunscrita, de localizacion
central o periférica, que puede tener sep-
tos en su interior y esclerosis periférica,
lo que da un aspecto caracteristico de
burbuja, conocido como “bubble like””.

La RM es fundamental para la estadi-
ficacion local-regional precisa, especial-
mente para la representacién de focos
corticales distantes, extension de partes
blandas y extension intramedular; asi
como para la determinacién de marge-
nes libres de tumory la estrategia para ci-
rugia reconstructiva®. En la secuencia T1,
el tumor muestra una sefial isointensa al
musculo y es hiperintenso y heterogéneo
enT2. Enlos casos en los que existe com-
ponente quistico, se puede observar una
sefial hiperintensa similar al liquido en
T2. El gadolinio realza homogéneamente
y de forma periférica en los quistes®. En
un estudio de 22 pacientes se distinguie-
ron dos patrones principales de tumores
morfoldgicos en la RM: un foco lobula-
do solitario (en el 41% de los pacientes)
versus un patrén de multiples nédulos
pequefios en uno o mas focos (en 45%);
sin embargo, estas caracteristicas no se
correlacionan con el tipo histologico®.

Nuestra paciente presentaba dos afios
de evolucion de una lesion levemente
dolorosa en la tibia izquierda. Al ser su
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primera evaluacion, los estudios comple-
mentarios realizados en nuestra institu-
cién mostraron caracteristicas radiolégi-
cas poco especificas, que no permitieron
diferenciar la etiologia benigna o maligna
de la lesién. Se realizé ademdas RM por lo
que se evidencid engrosamiento cortical
con nidos quisticos éseos en su interior
demostrando un patrén de lobulado soli-
tario. Por este resultado es que se decidio
realizar la biopsia.

El diagndstico diferencial para esta
condicién incluye displasia fibrosa y dis-
plasia osteofibrosa, ambas localizadas en
la cortical. Sin embargo, la displasia fibro-
sa surge a una edad mas tempranay tie-
ne opacidad del vidrio esmerilado (con o
sin opacidades intralesionales) y arquea-
miento anterior de la tibia sin reaccidon
peridstica o apolillado. A diferencia del
adamantinoma, la displasia osteofibrosa
ocurre en pacientes menores de 10 afios
y tipicamente es intracortical sin exten-
sion medular.

Desde el punto de vista histopatold-
gico, el adamantinoma se clasifica en 2
tipos distintos: cldsico y diferenciado.
El adamantinoma clasico por lo general
ocurre en pacientes mayores de 20 afios,
mientras que el adamantinoma diferen-
ciado (como la displasia osteofibrosa re-
gresivo/juvenil/intracortical) ocurre casi
exclusivamente en pacientes menores
de 20 afios. Ademas, los dos subtipos de
adamantinoma tienen diferencias radio-
graficas e histoldgicas distintas®.

El adamantinoma es un tumor radio-
rresistente y con poca quimiosensibili-
dad, cuyo Unico tratamiento efectivo es
la reseccion quirurgica. El principal factor

prondstico para recaidas es el compromi-
so de los margenes quirurgicos. Las me-
tastasis a pulmoén y ganglios linfaticos son
infrecuentes vy tardias, incluso a 10 afios
del diagndstico inicial, por lo que es nece-
sario un seguimiento a largo plazo™.

En resumen, el caso que reportamos
tiene caracteristicas interesantes al ser
considerado un tumor éseo muy raro, no
reportado en nuestro pais. Su presenta-
cion en estadio temprano y planteamiento
de adamantinoma entre los diagndsticos
diferenciales tiene un prondstico favora-
ble de posible curacién. En el caso de la
paciente de nuestro reporte, tuvo el tra-
tamiento quirurgico correspondiente con
favorable evolucion hasta la actualidad.
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