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SUMMARY

The authors present a case of essential bone cyst in the extended humerus from the proximal
epiphysis to the diaphysis in its distal area. The review of the literature over the last twenty
years reveals the rarity of this observation. They present the clinical case discovered as a
result of a pathological fracture in the neck of the humerus and they comment upon the surgical

techni which

of scraping the entire bone affected when the fracture had already

knitted and filling with cortico-spongy, iliac graft. On the basis of the experience of the difficulty
posed by this treatment, they assess the different methods known. The extension to the epi-
physis and diaphysis lead them to comment upon the concepts of evolutivity and latency of
essential bone cysts. In the results after six years, the cure is maintained and there is a

notable medullar recanalization.

Introduccion

El quiste 6seo esencial de los huesos
debe su primera descripcién a VIRCHOW
en 1877, pero no fue hasta 1910 que
BroobGoop * le dio el nombre con que
le conocemos y en 1914 que ELMSLIE "
lo describié adecuadamente. Su delimi-
tacién histolégica definitiva de entre
otras lesiones parecidas surge con la
descripcién de JAFFE y LICHSTENSTEIN
en 1942.

A lo largo de las dos ultimas décadas
han aparecido muchos trabajos en los
que se analizan extensas series de quis-
tes 0seos esenciales. Entre los mas im-
portantes senalamos los siguientes:

— WILBER e HyaTT ¥ (1960): 200 ca-

SOS.

B
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— NEER, FRANCIS, MARCOVE, TERZ y
CARBONARA * (1966): 175 casos.

— BOSECKER y BICKEL® (1968): 145
casos.

— OTTOLENGHI, SCHAJOWICZ y RAFFA *
(1969): 123 casos.

— FOREST y MECHIN ¥ (1974): 36 ca-
SOS.

— GoONzALEZ FERRE, MOINO y MIGUE-
LEZ " (1975): 15 casos.

— SPENCE, BRIGTH, FITZGERALD y
SELL® (1976): 144 casos.

— NEER, FraNcis, JOHNSTON y KIER-
NAN * (1977): 250 casos.

— SCHNEPP y MARCHETTI * (1979):
98 casos.

De estas series se destaca la localiza-
cién preferente en el extremo proximal
del himero. El porcentaje de esta inci-
dencia, segun algunos autores, es de:
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— OTTOLENGHI, SCHAJOWICZ y RAFFA *
(1969): 63 %.

— DE MOURGUES, FISHER, CARRET y
MovYEN * (1974): 48 %.

— GARTLAND y CoLE” (1975): 38 %.
— CoHeEN’ (1977): 55 %.

— NEER, FrANCIS, JOHNSTON y KIER-
NAN * (1977): 50 %.

Si sumamos las extremidades proxi-
males del humero y del fémur, el pre-
dominio es absoluto: 93 % para OTTO-
LENGHI, SCHAJOWICZ y RAFFA *; 90 % pa-
ra BOSECKER y BICKEL®, y 75 % para
COHEN .

Hemos revisado esta amplia literatu-
ra para conocer cuales son los casos
de quiste 6seo esencial de gran exten-
sién comparables con el que hemos tra-
tado y que presentamos en este trabajo.
Solamente SPENCE y cols. * refieren va-
rios casos con una extension de un ter-
cio de la diafisis; suman 11 casos de
un total de 144. OTTOLENGHI * comunica
un caso que ocupaba los dos tercios
centrales de la diafisis humeral, y Bo-
SECKER y BICKEL®, un caso con ocupa-
cién de toda la extremidad proximal del
fémur y extension a la epifisis. FAHEY y
O’BRrIEN * han operado dos casos adya-
centes a la fisis proximal del himero
y extendidos hasta el tercio medio dia-
fisario. Finalmente, no hemos encon-
trado ninguin caso de una amplitud se-
mejante al nuestro, que se habia pro-
pagado a la epifisis proximalmente y
hasta el tercio distal de la diafisis. Su
rareza nos lleva a presentarlo.

Caso clinico
Historia

A. G. O, mujer de dieciocho afios que des-
de hace dieciséis meses nota algias espora-
dicas en la extremidad superior izquierda a
nivel del hombro. El dia 14-7-74 acude a ur-

gencias por dolor mas agudo que aparecio
después de un gesto brusco sin que mediara
caida ni golpe. El examen RX descubre una
fractura patolégica del cuello humeral iz-
quierdo; el foco presenta empotramiento y
ninguna desviacion. Se le coloca un vendaje
del tipo Dujarrier almohadillado en semiab-
duccién y 30° de anteposicion.

El huamero se encuentra afectado por un
proceso de aspecto quistico a nivel de la ca-
beza y del cuello y se prolonga distalmente
por la diafisis con una imagen de reabsor-
cién en el canal medular, que aparece acla-
rado y con adelgazamiento de las paredes
corticales por su cara endomedular. Exterior-
mente no existe abultamiento ni afectacion
de las partes blandas.

Se practica un examen general del esquele-
to que no descubre ninguna otra lesién ana-
loga. La imagen observada es pues monosto-
tica.

Los estudios celular y bioquimico de la
sangre y de la orina son normales. No des-
cubrimos ninguna mancha cutanea ni alte-
raciones nerviosas.

Al cabo de cuatro semanas empieza la re-
cuperacion funcional sobre almohadilla de
Dujarrier; al cabo de seis semanas la frac-
tura ha consolidado. A los tres meses de la
fractura la recuperacién es completa y no
aqueja dolor alguno.

El 21-10-74 se practica biopsia. Al abrir
la cortical caemos en un canal medular ahue-
cado y vacio y por la ventana ¢6sea mana
liquido amarillento y después sangre. El dic-
tamen histopatolégico es de quiste 6seo. En
diciembre se programa para tratamiento de-
finitivo de la lesion quistica.

Tratamiento quirtirgico

Se interviene el 17-XII-74 bajo anestesia
general. Se practica una amplia incisiéon que
desde el reborde clavicular desciende por el
espacio deltopectoral y en su extremo distal
sigue por el borde externo del biceps. La
exposicion de la cara externa del humero
desde el cuello hasta el tercio distal es sa-
tisfactoria. Se labra un canal en la cortical
a lo largo del hueso desde el cuello hasta la
diafisis distal. Caemos en una cavidad ocu-
pada por liquido amarillento en un principio
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Fig. 1—A: Examen inicial el 14-7-74. El quiste abarca la cabeza humeral y alcanza el
extremo distal de la diafisis. Presenta fractura del cuello humeral sin desplazamiento.

B: Fractura consolidada al cabo de dos meses. C: Examen de control postoperatorio. Se

aprecian las tiras de injerto corticoesponjoso rellenando la cavidad legrada. D: En el

examen a los tres anos de la intervencién el himero presenta un aspecto homogéneo y
se aprecia recanalizacién medular.

Fig. 1—A: Initial examination on 14-7-74. The cyst affects the head of the humerus

and reaches the distal end of the diaphysis. The neck of the humerus is fractured

but there is no displacement. B: Fracture knitted after 2 months. C: Postoperative control

examination. Strips of spongy, cortical graft filling the scraped cavity are to be seen.

D: In the examination performed three years after the operation, the humerus presents
a homogenous appearance and there is seen to be recanalization of the medulla.

y poco después tenido y desplazado por la
sangre del campo operatorio. La cavidad se
encuentra tapizada por una membrana fa-
cilmente extraible con la cucharilla. En el
cuello existe un tejido 6seo correspondiente
al callo de fractura y en la cabeza la cucha-
rilla ahueca unas formaciones cavitarias re-
dondeadas. Se remite al laboratorio de ana-
tomia patolégica este material abundante y
de varios focos.

La cavidad epifisodiafisaria se legra en la
totalidad de sus paredes que en algunos pun-
tos estan adelgazadas. Se rellena completa-
mente con injertos de esponjosa proceden-
tes del ala iliaca. Se inmoviliza la extremidad
durante diez dias con un vendaje de Dujar-
rier. La evolucion postoperatoria es correc-
ta y tras un periodo de recuperacion funcio-
nal de un mes alcanza la restitucién fun-
cional completa.

, El control periddico del humero rellenado
con injertos pone de manifiesto una progre-
siva incorporaciéon de éstos en las radiogra-
fias. Es al cabo de un ano cuando aparece
una reincorporacién total con recanalizacion
medular. A los dos afnos el resultado es es-
table. La paciente se traslada al sur de Es-
pafia y deja de acudir a control. Es localiza-
da al cabo de seis afios de la intervencién
y comprobamos que tanto clinica como ra-
diograficamente el resultado es satisfacto-
rio. No ha presentado recidiva lesional y el
aspecto del humero es muy normal con epi-
fisis de aspecto homogeneizado y con canal
medular presente.

Estudio histopatologico

La membrana extraida de la cavidad co-
rresponde a la capsula o limite de la lesion
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Fig. 2—H.E. X 200. Imagen del limite de la ca-

vidad quistica con trabéculas Gseas jovenes en
la capsula de tejido conectivo fibroso laxo.

Fig. 2—H.E. X 200. Image of the edge of the
cyst cavity with new bone trabecules in the lax,
fibrous, connecting-tissue capsule.

Fig. 3—H.E. X 200. Limite de la cavidad con
capsula fibrosa densa y gruesa que separa clara-
mente las trabéculas del espacio quistico.

Fig. 3—H.E. X 200. Edge of the cavity with
thick, dense, fibrous capsule clearly separating the
trabecules in the cyst space.

quistica. Es de naturaleza conjuntivofibrosa,
moderadamente rica en fibroblastos, algo laxa
en varios puntos y con vascularizacién ca-
pilar. En el interior de esta estructura con-
juntiva hallamos algunos depésitos de fibri-
na y restos de trabéculas de hueso esponjoso
en vias de reabsorcion.

Mas periféricamente encontramos hueso
trabecular maduro y bien estructurado que
en varias porciones mostraba una disposi-
cion paralela de sus trabéculas que inter-
pretamos de tipo reactivo. Este paralelismo

Fig. 4—H.E. X 30. En la parte superior se ob-

serva el limite de la cavidad quistica y en el in-

ferior la disposiciéon «en paralelo» de las tra-
béculas Gseas reactivas.

Fig. 4—H.E. X 30. The edge of the cyst cavity

is shown in the upper part and at the bottom

the «parallel» arrangement of the reactive, bone
trabecules.

e

Fig. 5—Tincién de Perls X 500. Acumulo de gru-

mos de pigmento hemosiderinico que separan la

cavidad quistica de las trabéculas Gseas subya-
centes.

Fig. 5—Perls tincture X 500. Accumulation of
clots of haemosyderinic pigment separating the
cyst cavity from the underlying bone trabecules.

tiende a orientarse hacia la superficie libre
que representa la capsula limitante de la
lesion quistica. En algunos puntos las trabé-
culas alcanzan hasta el limite mismo de la
cavidad del quiste; en otros se detienen vy
quedan separadas de la cavidad por una
banda conectivofibrosa bien definida.

Hemos encontrado areas con acumulos de
hemosiderina que valoramos como restos
procedentes del foco de fractura. No hemos
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descubierto en ningin punto células gigan-
tes adyacentes a la cavidad. No hemos ob-
servado lagunas sanguineas ni actumulo de
vasos con valor diagnostico. Es total la au-
sencia de signos inflamatorios.

Ante estas observaciones del material re-
mitido para estudio se llega al diagnéstico
de quiste esencial de hueso.

Discusion

Es conocido el claro predominio del
quiste 6seo por el sexo masculino, con
un 73 % de casos para DE MOURGUES *,
y con una proporciéon de dos a uno
sobre el sexo femenino para NEER ™.
Lo que llama la atencién en nuestro
caso es la tardia manifestacion del pro-
ceso a los dieciocho anos de edad. En-
tre los 200 casos de WILBER ¢ HYATT ”,
solamente el 6 % se descubrieron pa-
sados los quince afios; en la experiencia
de CouEN " la cronologia es analoga.

La fractura patolégica suele ser la
causa del descubrimiento del quiste:
enel 75 % de los casos, segin BOSECKER
y BICKEL®, y en el 50 %, segin GONZA-
LEZ FERRE y cols. . El tratamiento de
la fractura precede a otras decisiones
vy de €l dependera la presencia de secue-
las como callos viciosos y dismetrias
que en la extremidad inferior son de
temer por su grave repercusion en la
extremidad proximal del fémur. Existe
consenso en el tratamiento del quiste
sobre fractura consolidada. No hay que
esperar la oclusién espontanea del pro-
ceso con la curacion de la fractura;
jamas la han observado BOSECKER y Bic-
KEL® en una serie de 97 casos descubier-
tos a partir de la fractura, y si GARCEAU
y GREGORY " en el 15 % de casos.

Las discusiones sobre la patogenia
del quiste 6seo esencial siguen centra-
das en las clasicas teorias neoplasica,
osteofibrosa, infecciosa, traumatica y
distrofica. Entre nosotros, LLAURADO *
las ha revisado ampliamente. Solamen-

te CoHEN® ha emitido un juicio nuevo
al pensar que podria existir una obs-
truccion en el drenaje de los fluidos in-
tersticiales a nivel del retorno venoso.
Lo ha estudiado inyectando contraste
en el quiste y en dos casos ha encontra-
do esta obstruccién venosa.

La extensién epifisopandiafisaria de
nuestra observacion nos lleva a discu-
tir preferentemente el problema de la
evolutividad del quiste 6seo esencial.
Cuando el quiste 6seo emigra distal-
mente y se separa del cartilago de cre-
cimiento con interposicion de un seg-
mento de hueso diafisario normal y
condensacién del limite distal, entonces
se habla de quiste 6seo inactivo o esta-
bilizado. Cuando no emigra, queda ad-
yacente al cartilago de crecimiento y
destruye la metafisis, se considera que
es activo o evolutivo (SCHNEPP y MAR-
CHETTI *, y DE MOURGUES y cols. ‘). Para
BOSECKER y BICKEL’, la proporcién en
funcion del estudio clinico-radiolégico
es del 44 % de quistes activos yuxtafi-
sarios y 56 % de quistes inactivos ale-
jados de la fisis. NEER y cols.* han es-
tudiado el comportamiento de dos gru-
pos de quistes 6seos considerados como
activos e inactivos, respectivamente, y
la comparacién no les permite aceptar
el dualismo actividad-latencia para juz-
gar de su evolucién futura. COHEN " re-
visa este problema y también rechaza
la validez de este concepto; da poca
credibilidad al analisis de grandes se-
ries porque solamente se refieren a ca-
sos operados y se desconoce lo que ocu-
rre con los casos no operados. En nues-
tra observacion la emigracion del quiste
puede calificarse de bipolar ya que ha
emigrado distalmente sin que en el ex-
tremo diafisario apareciera condensa-
cién ésea de sus limites, y en su extre-
mo proximal ha atravesado el cartilago
de crecimiento que se considera usual-
mente como barrera a su expansion. Lo
que no podemos saber es si esto ocurrid
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hace tiempo antes de la soldadura de la
fisis o con posterioridad a ésta. OTTO-
LENGHI, ScHAJOVICZ y RAFFA® refieren
en su revisiéon que KAy observo tres
casos de quiste 6seo que atraveso la
fisis y otro caso de KUTLER, pero no
dan las referencias de tales citas.

El concepto de actividad y latencia
ha sido utilizado también al valorar las
recidivas postoperatorias. FAHEY y
O’BRIEN “ creen que en los quistes ac-
tivos la recidiva es superior a la obser-
vada después de operar casos de quiste
latente. La diversidad de técnicas qui-
rurgicas aplicadas hace que no exista
homogeneidad en la literatura y, por lo
tanto, la actividad-latencia del quiste
resulta ser un patrén totalmente inapli-
cable para valorar los resultados.
SCHNEPP y MARCHETTI ® destacan que
cuando el quiste es operado en pacien-
tes por debajo de los diez afnos de edad
las recidivas alcanzan el 51 % de casos,
en tanto que a edades posteriores se
reducen al 25 %.

La degeneracién maligna es un fené-
meno extraordinariamente raro. Sola-
mente conocemos un caso de condro-
sarcoma, referido por GRABIAS y MAN-
KIN 7, y cuatro casos de sarcomas, re-
feridos por JOHNSON, VETTER y PUTS-
CHAR .

El analisis de los tratamientos para
llegar a conocer el mejor para un de-
terminado caso tropieza con la varie-
dad de técnicas y con las variantes de
quistes en funcién de la localizacion,
del tamano y de la debilitacion de la
cortical que lo delimita. Las posibilida-
des terapéuticas ofrecidas por la ciru-
gia son las siguientes: -

— Injerto de peroné enclavijado (O1-
TOLENGHI %, BORJA ARAUIJO *).

— Legrado y relleno con colgajo
muscular (ESTEVE ).

— Excisién subperiostica y relleno
con injertos (AGERHOLM y GOODFEL-

Low ®, FaHEY y O'BRIEN ", GART-
LAND y COLE ).

— Injertos homologos o heterologos
sobre foco legrado (SPENCE *, GON-
7ZALEZ FERRE *, WILBER 7).

— Injertos autélogos de relleno del
foco legrado (NEER y cols. ®, SPEN-
CE y cols.”, BOSECKER Yy BICKEL®,
DE MOURGUES vy cosl.’).

De la revision de métodos y resulta-
dos resulta dificil extraer conclusiones
estadisticamente validas dada la varie-
dad de los parametros valorables. Exis-
te acuerdo en la exigencia de vaciado
total que si llega a ser en forma de ex-
tirpacion subperidstica crea un defecto
grave en la continuidad del hueso y que
a nivel femoral en zona de carga hace
muy dificil la reconstruccién de una
anatomia normal.

El relleno cavitario es de rigor y la
magnitud del quiste es la que obliga a
recurrir a injertos autélogos asociados
a homoélogos o heterélogos en ninos cu-
yos iliacos no puedan proporcionar ma-
terial corticoesponjoso suficiente; en el
adulto la posibilidad de obtener abun-
dante esponjosa es mucho mayor y, por
lo tanto, sera raro el recurso al injerto
homoélogo o heterologo.

De la calidad del relleno depende el
resultado. SPENCE y cols.” revisan 144
casos valorando el relleno de injertos
en las radiografias. Al cabo de un tiem-
po resulta imposible en ocasiones atri-
buir un defecto a falta de relleno o a
recidiva. Clasificando sus casos en bien
rellenados y defectuosamente rellena-
dos, observan que el porcentaje de cu-
raciones es del 88 % cuando el relleno
es total. En contraposicion a esta serie
de resecciéon y relleno, DE MOURGUES
y cols.? analizan los resultados globa-
les de la literatura con esta técnica y
con el curetaje simple y hallan un 638 %
de curaciones con reseccion y relleno y
un 74 % con curetaje simple. Los datos
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crean perplejidad y no permiten con-
cluir sobre las ventajas de una u otra
actitud terapéutica.

En el tratamiento del caso epifisodia-
fisario que nos ha ocupado no cabia
la opcién de un curetaje simple porque
habria dejado la diafisis humeral muy
debilitada y expuesta a una refractura.
La amplia via de abordaje con labrado
de un canal a lo largo de la cara externa
del hueso aun debilitaba mas el hime-
ro. En consecuencia era necesaria la
opcion de reforzar la estructura del
hueso rellenandolo con injertos. Dada
la edad de la paciente, con el crecimien-
to ya acabado era posible obtener abun-
dante material corticoesponjoso de las
crestas iliacas; la posicién inicial en de-
cubito lateral permiti6é abordar el iliaco
y tener a nuestro alcance la zona pos-
terior adyacente a la articulacién sacro-
iliaca.

En el resultado final favorable resal-
ta no sélo la reincorporacién de los in-
jertos con reforzamiento evidente de la
didfisis, sino también la progresiva re-
absorcion central de aquellos con re-
aparicion de un canal medular y de
unas corticales diferenciados. La juven-
tud de la enferma posibilita la eficaz
actuacion del remozamiento haversiano
para lograr una restitucién anatémica
que completa el resultado clinico favo-
rable al cabo de seis afios de la inter-
vencion.

Resumen

Los autores presentan un caso de quiste
0seo esencial del humero extendido desde la
epifisis proximal hasta la diafisis en su zona
distal. La revision de la literatura de las dos
ultimas décadas pone de relieve la rareza
de esta observacién. Se presenta el caso cli-
nico descubierto a raiz de una fractura pa-
tologica en el cuello humeral v se comenta
la técnica quirtrgica consistente en legrado
de todo el hueso afectado cuando ya habia

consolidado la fractura y en relleno con in-
jerto iliaco corticoesponjoso. Con la experien-
cia de la dificultad planteada por este trata-
miento se critican los diversos métodos cono-
cidos. La extension a epifisis y diafisis nos
lleva a comentar los conceptos de evolutivi-
dad y latencia de los quites éseos esenciales.
En el resultado al cabo de seis afios se man-
tiene la curacién y destaca la recanalizacién
medular.
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