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CASO CLIiNICO

Sacroilitis paraneoplasica: presentacion inusual de leucemia
linfoblastica aguda
Paraneoplastic sacroiliitis: unusual presentation of acute lymphoblastic leukemia

José G. Solis* y Guillermo. Flores-Padilla
Servicio de Medicina Interna, Hospital de Especialidades, Centro Médico Nacional Siglo XX, Instituto Mexicano del Seguro Social, Ciudad de
Meéxico, México

Resumen

La sacroilitis es una manifestacion poco comun de neoplasias hematoldgicas. Reportamos el caso de una mujer de 40 afios
que presentd un cuadro de 1 mes de evolucion con fiebre y sacroilitis simulando espondiloartritis, acompafiado de anemia,
hepatomegalia y elevacion de marcadores inflamatorios. El abordaje descartd infecciones y causas inflamatorias de dolor
sacroiliaco. Los hallazgos en la médula dsea llevaron al diagndstico de leucemia linfobldstica aguda (LLA) de células B.
Hasta donde sabemos, el presente es uno de los pocos casos publicados de LLA que se manifiesta con sacroilitis. La sacroi-
litis como manifestacion inicial de LLA puede resultar en un diagndstico erroneo, por lo que el diagndstico diferencial es
esencial cuando se encuentran presentes caracteristicas atipicas.
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Abstract

Sacroiliitis is an uncommon manifestation of hematological malignancies. We herein report the case of a 40-year-old female
that presented with a one-month-old history of fever and sacroiliitis mimicking spondylarthritis, accompanied by anemia, hepa-
tomegaly, and elevated inflammatory markers. Work-up ruled out infectious and inflammatory causes of sacroiliac pain. Bone
marrow findings led to the diagnosis B-cell acute lymphoblastic leukemia (ALL). To the best of our knowledge, the current
study represents one of the few published cases of ALL presenting with sacroiliitis. Sacroiliitis as an onset manifestation of
ALL may result in misdiagnosis, therefore, a differential diagnosis is essential when atypical features are present.
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y neoplasicas’. La sacroilitis como sindrome
reumatoldgico asociado a cancer se reporta de forma
infrecuente y ha sido descrita principalmente en neo-

La sacroilitis se define como la inflamacion de la plasias hematolgicas?. Presentamos el caso de una
articulacion sacroiliaca. Esta puede presentarse en paciente con un cuadro de sacroilitis secundaria a
numerosas enfermedades infecciosas, reumatoldgicas  leucemia linfoblastica aguda (LLA).
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Caso clinico

Mujer de 40 afos que ingresd a nuestro servicio
con un cuadro clinico de 1 mes de evolucién carac-
terizado por fiebre de predominio vespertino, diafore-
sis y dolor intenso en la espalda baja y la articulacion
sacroiliaca bilateral. El dolor tenia caracteristicas in-
flamatorias y limitaba sus actividades de la vida dia-
ria. Ella trabajaba como médico y no contaba con
enfermedades de base. No habia otros datos relevan-
tes en su historia clinica. A la exploracion fisica solo
destacaban pruebas de Patrick y Gaenslen positivas.
Los laboratorios de ingreso mostraron anemia de
9.2 g/dl con recuento leucocitario y plaquetario nor-
mal, lactato deshidrogenasa de 6062 Ul/I, hiperferri-
tinemia de 1452 ng/ml y reactantes de fase aguda
elevados (velocidad de sedimentacion globular 28
mm/h y proteina C reactiva 41 mg/dl). No presentaba
alteraciones en el panel inmunoldégico. Las radiogra-
fias y las tomografias computarizadas (TC) de colum-
na y pelvis eran normales. Una TC toracoabdominal
demostré hepatomegalia. Se realiz6 un gammagrama
con tecnecio 99-hidroxi-metilendifosfonato (**"Tc-HM-
DP) que documenté captacion bilateral en la articula-
cion sacroiliaca compatible con sacroilitis (Fig. 1 A).
Inicialmente se sospechd brucelosis aguda, por lo
que se solicitd serologia y se inicié una prueba tera-
péutica con doxiciclina; sin embargo, los estudios
fueron negativos. No se encontrd evidencia de neo-
plasia hematoldgica en el frotis ni en la citometria de
flujo de sangre periférica. Se intenté realizar un aspi-
rado de médula dsea, el cual fue fallido por extraccion
seca. Por la alta sospecha diagndstica se solicité una
tomografia por emision de positrones (PET) con
18-fluorodesoxiglucosa ('®FDG), en la cual se encon-
tré un incremento anormal de la captacién en la mé-
dula ésea de forma difusa, especialmente en la
columna lumbar (Fig. 1 B). Con estos hallazgos se
decidio realizar una biopsia de hueso guiada por TC
a nivel de L4. El estudio histopatoldgico reporté una
medula 6sea con un 90% de infiltracion neoplasica
linfoide CD 20+ PAX-5+ CD10+ CD3- MPO- y mie-
lofibrosis de grado 2, concluyendo el diagndstico de
LLA tipo B. Durante su evolucién a corto plazo, la
paciente desarrolld pancitopenia con elevacién impor-
tante de la lactato deshidrogenasa hasta 12,000 Ul/I
y evidencia de linfoblastos en sangre periférica. La
paciente actualmente recibe esquema de quimiotera-
pia para induccién a la remision, con planes de rea-
lizar trasplante de médula 6sea como consolidacién.

Figura 1. A: centellografia dsea con *"Tc-HMDP con evidencia de
proceso inflamatorio en articulacion sacroiliaca bilateral. B: tomografia
por emision de positrones con '®FDG que muestra un incremento anor-
mal de la captacion en la médula dsea de forma difusa.

Discusion

La LLA es la segunda leucemia mas comun en los
adultos. El dolor dseo es un sintoma infrecuente en
este grupo de edad, y la presentacion clinica con un
sindrome reumatoldgico bien definido es sumamente
rara. En una cohorte de 139 pacientes con leucemia
aguda solo 8 (5.8%) tuvieron manifestaciones reuma-
tolégicas que precedieron al diagndstico. Los datos
asociados a una etiologia neoplasica fueron dolor
intenso no compatible con la exploracion fisica, falta
de respuesta al tratamiento farmacoldgico, osteope-
nia y lesiones liticas 6seas®.

Los sindromes reumatoldgicos asociados a neopla-
sias pueden ser secundarios a infiltracion directa o
mediados por factores inflamatorios secretados a dis-
tancia por las células tumorales®. La sacroilitis aguda
como parte de estos fendmenos solo se encuentra
descrita de forma anecdoética. Cohen, et al.’ docu-
mentaron el primer caso de sacroilitis paraneoplasica
en una mujer de 61 afios que desarrollo espondiloar-
tritis rapidamente progresiva asociada a un linfoma
linfocitico. Existen solo cuatro casos reportados de
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Tabla 1. Casos reportados en la literatura de sacroilitis como forma de presentacion de leucemia aguda en adultos

Autor y afo Caracteristicas clinicas Hallazgos de Diagnéstico por Diagnéstico Respuesta al
laboratorio imagen hematoldgico  tratamiento

Moghadam, et al., Hombre de 17 afios Pancitopenia PCRy TC: sacroilitis LLA Remisién completa de

20108 Dolor en espalda baja, VSG elevadas izquierda LLAy mejoria de la

inflamatorio, artritis de
ambas rodillas
Varios meses de evolucion

Esen, et al., 20117 Muijer de 41 afos Anemia y
Dolor en espalda baja 'y trombocitopenia
pierna izquierda VSGy PCR
1 afio de evolucion elevadas

Xu, et al., 2016° Hombre de 18 afos Anemia,

Dolor en espalda baja 'y
rodilla izquierda Fiebre

trombocitopenia y
neutropenia

Esplenomegalia VSGy PCR
4 meses de evolucién elevadas
Garg, et al., 2017° Muijer de 46 afos Anemia y
Dolor en espalda baja 'y trombocitopenia
debilidad generalizada VSGy PCR
8 meses de evolucion elevadas
Hoshino, et al., 2006 Mujer de 27 afios Anemia y
Dolor en cadera derecha leucocitosis
Oligoartritis de falanges de  VSG 'y PCR
pie y tobillo derecho elevadas
3 meses de evolucion
Mondal, et al., 2016"" Hombre de 27 afios Anemia y
Dolor de espalda baja trombocitopenia
Artritis de tobillos y rodillas ~ VSG y PCR
1 semana de evolucion elevadas

sacroilitis

RM: sacroilitis bilateral LLA (L3)
Centellografia ésea:
sacroilitis izquierda

Resolucion de sacroilitis

TC: erosion bilateral
de articulaciones
sacroiliacas

LLA pre-B Remision completa de

LLA y sacroilitis

RM: sacroilitis bilateral LLA Mejoria del dolor

RMy centellografia ~ Anemia Mejoria de la sacroilitis
6sea: sacroilitis refractaria con  Recurrencia y
bilateral exceso de progresion de LMA
blastos Muerte
LMA

RM: sacroilitis bilateral LMA No especifica

LLA: leucemia linfoblastica aguda; LMA: leucemia mieloide aguda; PCR: proteina C reactiva; RM: resonancia magnética; TC: tomografia computarizada; VSG: velocidad de

sedimentacion globular.

sacroilitis como forma de presentacion de LLAS®.
Ademas, se encuentran dos casos reportados en pa-
cientes con leucemia mieloide aguda'®. En la
tabla 1 se muestra una comparaciéon de los casos
reportados en la literatura.

Todos estos casos eran pacientes jovenes, con un
rango de edad de 17 a 46 afos. El cuadro clinico fue
de dolor en la espalda baja de caracteristicas infla-
matorias con una evolucién subaguda a crénica en
todos los pacientes, en algunos asociado a artritis.
Todos los pacientes cursaron con citopenias y eleva-
cion de la velocidad de sedimentacion globular y de
la proteina C reactiva. La sacroilitis respondio al tra-
tamiento dirigido a la neoplasia hematoldgica.

En todos estos reportes, el diagndstico de leucemia
aguda se hizo tras un aspirado de médula 6sea de
forma estandar, lo cual no fue posible en nuestra pa-
ciente, ya que se obtuvo una extraccién seca, proba-
blemente debido a la mielofibrosis asociada. Esto
representd un reto diagnostico y, guiados por la sos-
pecha clinica, nos llevé a solicitar una PET con ®FDG.

Esta circunstancia puede explicar por qué el tiempo
de presentacion previo al diagnostico en nuestra pa-
ciente fue significativamente menor que el reportado
en la literatura.

El papel de la PET con ®FDG en el abordaje de las
leucemias agudas se encuentra documentado en el
diagndstico temprano de aquellos casos con presen-
taciones atipicas, como pacientes con leucemias
aleucémicas, aquellos con incapacidad para obtener
un aspirado de medula 6sea o en presencia de fiebre
de origen desconocido''. En nuestro caso, fue fun-
damental para llegar al diagndéstico.

Conclusiones

La sacroilitis representa una forma inusual de pre-
sentacion de las leucemias agudas en los adultos. Los
casos reportados en la literatura son en pacientes
jovenes, con una evolucién subaguda-crénica, acom-
pafadas por citopenias y elevacion de los reactantes de
fase aguda. Una centellografia 6sea o una resonancia
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magnética pueden confirmar la sacroilitis. El diagnds-
tico requiere un aspirado de medula désea, pero la
biopsia guiada por PET tiene utilidad en los casos de
leucemia aleucémica o mielofibrosis asociada. Esta
suele mejorar con el tratamiento de la neoplasia
hematoldgica.

Conflictos de intereses

Los autores declaramos no tener conflictos de
intereses.

Financiamiento

La presente investigacion no ha recibido ayudas
especificas provenientes de agencias del sector publi-
co, sector comercial o entidades sin animo de lucro.

Responsabilidades éticas

Proteccidn de personas y animales. Los autores
declaran que para esta investigacion no se han rea-
lizado experimentos en seres humanos ni en
animales.

Confidencialidad de los datos. Los autores decla-
ran que han seguido los protocolos de su centro de
trabajo sobre la publicacion de datos de pacientes.

Derecho a la privacidad y consentimiento informa-
do. Los autores han obtenido el consentimiento informado
de los pacientes y/o sujetos referidos en el articulo. Este
documento obra en poder del autor de correspondencia.

Bibliografia

1. Slobodin G, Rimar D, Boulman N, Kalt L, Rozenbaum M, Rosner |, et al.
Acute sacroiliitis. Clin Rheumatol. 2016;35:851-6.

2. Naschitz JE, Rosner |, Rozenbaum M, Zuckerman E, Yeshurun D. Rheu-
matic syndromes: clues to occult neoplasia. Semin Arthritis Rheum.
1999;29:43-55.

3. Gur H, Koren V, Ehrenfeld M, Ben-Bassat |, Sidi Y. Rheumatic manifes-
tations preceding adult acute leukemia: characteristics and implication in
course and prognosis. Acta Haematol. 1999;101:1-6.

4. Manger B, Schett G. Paraneoplastic syndromes in rheumatology. Nat
Rev Rheumatol. 2014;10:662-70.

5. Cohen MR, Carrera GE, Lundberg J. Rapidly progressive sacroiliitis in a
patient with lymphocytic lymphoma. Ann Rheum Dis. 1993;52:239-40.

6. Moghadam A, Talebi-Taher M, Dehghan A. Sacrailiitis as an initial presen-
tation of acute lymphoblastic leukaemia. Acta Clin Belg. 2010;65:197-9.

7. Esen BA, Ozer L, Kamali S, inang M. A prodrome of acute lymphoblas-
tic leukemia mimicking sacroiliitis. Eur J Gen Med. 2011;8:151-3.

8. Xu D, Xu G, Xu L, Cao H, Xu B, Chen W, et al. Acute lymphocytic leu-
kemia mimicking spondyloarthritis in an adolescent: a case report and
review of the literature. Oncol Lett. 2016;11:1143-5.

9. Garg G, Chawla N, Gogia A, Kakar A. Low backache in adults as an
initial presentation of acute lymphoblastic leukemia. J Fam Med Prim
Care. 2017;6:434.

10. Hoshino T, Matsushima T, Saitoh Y, Yamane A, Takizawa M, Irisawa H,
et al. Sacroiliitis as an initial manifestation of acute myelogenous leuke-
mia. Int J Hematol. 2006;84:421-4.

11. Mondal S, Sinha D, Ete T, Goswami RP, Bardhan J, Ghosh A. A Foe
incognito: paraneoplastic sacroilitis. J Med Cases. 2016;7:341-3.

12. Arslan F, Yilmaz M, Cakir T, Mert A. Significant contribution of fluoro-
deoxyglucose positron emission tomography/computed tomography
(FDG PET/CT) in a case of acute lymphoblastic leukemia presenting with
fever of unknown origin. Intern Med. 2014;53:789-91.

13. Tokmak H, Ergonul O. The evolving role of PET/CT in fever of unknown
origin. Int J Infect Dis. 2014;27:1-3.



	_GoBack
	_Hlk38649350
	_Hlk33289642

