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RESUMEN

Objetivo: Valorar la eficacia terapéuticay las complicaciones de la sinoviortesis radioisotépica observadas
en pacientes en edad pediatrica y adolescentes con hemofilia.
Material y métodos: Estudio prospectivo de cohorte histérica en el que se incluy6, de forma consecutiva, a
20 pacientes varones con hemofilia (edad media 13,1 afios, rango: 4-17 afios). El diagnéstico de sinovitis
se estableci6 clinicamente y se confirmé por radiologia simple o RMN). Evaluacion mediante la clasifi-
cacién de Fernandez-Palazzi. Criterios de inclusién: menores de 18 afios de edad con hemofilia y mas
de un hemartros en menos de 3 meses, manteniéndose una sinovitis crénica a pesar de intensificar el
tratamiento profilactico. Criterios de exclusion: cualquier contraindicacién para la realizacién de la sino-
viortesis. Se realizaron 27 sinoviortesis radioisot6picas con citrato de °Y colidal o sulfuro '86Re coloidal.
La eficacia del procedimiento se evalué a los 6 meses mediante comparacion clinica pre- y postratamiento.
Tiempo medio de seguimiento: 64,9 meses (rango 18-109 meses).
Resultados: En 19 de las 27 sinoviortesis (70,3%) hubo una respuesta buena o excelente y en 8 articulacio-
nes (29,7%), respuesta parcial. Se repiti6 el procedimiento en 3 articulaciones de 3 pacientes diferentes
debido a la aparicién de nuevo hemartros, obteniendo en todos los casos una respuesta buena o exce-
lente. Apareci6 reaccién inflamatoria postratamiento en 4 casos (14,8%), que mejoraron con tratamiento
meédico. No se observaron lesiones malignas ni premalignas durante el seguimiento.
Conclusion: La sinoviortesis radioisotopica es un procedimiento efectivo, en pacientes en edad pedia-
trica y adolescentes con hemofilia, minimamente invasivo, facil de realizar, seguro y con complicaciones
minimas.
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Radioisotope synoviorthesis in paediatric and adolescent patients
with haemophilia

ABSTRACT

Objective: To assess the outcome and adverse-effects of the radioisotope synoviorthesis in paediatric and
adolescent patients with haemophilia.

Material and Methods: Prospective study of historical cohort was conducted. A total of 20 consecutive
haemophiliacs with a mean age of 13.1 years (range 4-17) were included with a mean follow-up of 64.9
months (range 18-109). The diagnosis of synovitis was established on the basis of clinical follow-up
including radiological images (radiography and/or MRI). For evaluation, the classification proposed by
Fernandez-Palazzi was used. Inclusion criteria: Patients aged less than 18 years old with haemophilia and
more than one haemarthrosis in less than 3 months remaining a chronic synovitis despite prophylactic
therapy intensification. Exclusion criteria: Any contraindication for radionuclide synoviorthesis. Twenty-
seven radioisotope synoviorthesis with 90Y-citrate-colloid and/or '86Re-sulphide-colloid were done.
The effectiveness of the procedure was assessed through pre and posttreatment clinical comparison at
6 months after radioisotope synoviorthesis.

Results: Nineteen of the 27 synoviorthesis (70.3%) had a good or excellent response and 8 joints (29.7%)
had partial response. It was necessary to repeat the procedure in 3 joints in 3 different patients, obtaining
in all cases a good or excellent response. We appreciated inflammatory reaction after procedure in 4 cases
(14.8%), which improved with analgesics and nonsteroidal anti-inflamatory drugs. None of the patients
presented malignant or premalignant lesions during the follow-up.
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Conclusion: The radionuclide synoviorthesis is a very effective procedure in paediatric and adolescent
patients with hemophilia, being a minimally invasive procedure, easy to perform, safe and with minimal

side effects.

© 2015 Elsevier Espafia, S.L.U. and SEMNIM. All rights reserved.

Introduccion

La hemofilia es una enfermedad genética ligada al cromosoma
X; esel trastorno hereditario mas severo de la coagulacion. Se carac-
teriza por un intenso sangrado espontaneo o tras un traumatismo
ligero. La hemofilia A o clasica presenta una disminucién del factor
VIII de coagulacién (FVII) y afecta a 1-3 varones de cada 10.000. En
la hemofilia B o enfermedad de Christmas el déficit es del factor IX
de coagulacién (FIX) y afecta a 1 de cada 30.000 varones'~2.

El hemartros es la complicacién mas prevalente asociada a la
hemofilia, observandose entre el 65 y el 80% de todos los sangrados
en pacientes con hemofilia grave. La hemorragia recidivante sobre
una misma articulacién da lugar a secuelas altamente invalidan-
tes (artropatia hemofilica), de ahi la importancia de la profilaxis y
el tratamiento precoz de la sinovitis secundaria a hemofilia. Sin
embargo, para aquellos pacientes con lesién articular mas evo-
lucionada, puede que la profilaxis no sea suficiente para reducir
la frecuencia de hemartrosis, al no poder detener la progresion a
artropatia.

La administracién de profilaxis de forma regular?, junto con
programas de fisioterapia, pueden prevenir la artropatia hemofi-
lica. La primera opcién de tratamiento en los pacientes hemofilicos
con hemartrosis recurrente o sinovitis crénica es la profilaxis,
reservando la sinoviortesis radioisotdpica para pacientes no res-
pondedores.

El término sinoviortesis define un conjunto de tratamientos
intraarticulares que tienen por objetivo destruir/fibrosar la mem-
brana sinovial enferma, con la consiguiente produccién de fibrosis
del plexo subsinovial. En términos generales, este procedimiento
deberia realizarse tras el hallazgo de signos radiolégicos de artro-
patia crénica, asi como enlos grados I-1l de la clasificacion propuesta
por Ferndndez-Palazzi. Casi una tercera parte de los pacientes
hemofilicos desarrollara inhibidores contra los FVIII/FIV durante la
terapia sustitutiva (mas frecuente en la hemofilia A que en la B), lo
cual aumenta la dificultad en el tratamiento.

En las Gltimas décadas el manejo de los pacientes con hemo-
filia ha mejorado sustancialmente, debido a la instauracién de la
profilaxis: han pasado a tener una esperanza de vida similar
a la poblacién sana.

El objetivo de nuestro estudio es valorar la efectividad terapéu-
tica de la sinoviortesis radioisotépica, asi como las complicaciones
asociadas a dicho procedimiento en pacientes hemofilicos menores
de 18 afios de edad.

Material y métodos

Estudio prospectivo de cohorte histérica, en el que se llevaron a
cabo 27 sinoviortesis radioisotépicas entre junio de 2005 y julio de
2014, en nifios en edad pediatrica y adolescentes (menores de 18
afios) diagnosticados de hemofilia. El estudio se realiz6 de acuerdo
con los estandares éticos de la Declaracion de Helsinki de 1964. Se
obtuvo el consentimiento informado en todos los casos del tutor
del paciente.

Pacientes

Se incluy6 a un total de 20 pacientes, todos ellos varones, con
una media de edad de 13,1 aflos y un rango entre 4 y 17 afios. Las

caracteristicas principales de los pacientes se resumen en la
tabla 1. El diagnéstico de hemofilia fue realizado por un hematélogo
experto: hubo 17 pacientes con hemofiliaAy 3 pacientes con hemo-
filia B. La sinovitis fue diagnosticada clinicamente y confirmada por
radiologia simple o RM, y para su evaluacion se utilizé la clasifica-
cién de Fernandez-Palazzi*, que divide la artropatia hemofilica en
4 grados dependiendo de su gravedad clinica (tabla 2).

Criterios de inclusion

Pacientes menores de 18 afios de edad con hemofilia y mas de
un hemartros en menos de 3 meses, en los que se mantenia una
sinovitis crénica a pesar de intensificar el tratamiento profilactico.

Criterios de exclusion

Contraindicacién para la sinoviortesis radioisotépica: infecciéon
articular o local de la piel, fractura intraarticular, sepsis y rotura de
quiste popliteo en la rodilla®®.

Metodologia

Previamente a la sinoviortesis radioisotépica se obtuvo el con-
sentimiento informado del tutor/familiar en todos los casos, y se
administraron los factores de la coagulacién deficientes, que se
mantuvieron durante los siguientes 3 dias. Los is6topos radiactivos
usados en nuestra unidad fueron el citrato de itrio (°°Y) coloidal
para la articulacién de rodilla y el sulfuro de renio (186Re) coloidal,
para el resto de las articulaciones”® (tablas 3 y 4).

Tras la puncién articular con técnica estéril por parte de un
facultativo especialista en reumatologia, se realiz6 la evacuacién
del hemartros en los casos en los que este estuviera presente
(fig. 1a). Sin retirar la aguja de la cavidad articular, se adminis-
traron entre 37 y 74 MBq de sulfuro de renio (!86Re) coloidal
cuando se trataba de articulaciones medianas (codos y tobillos)
(16 procedimientos) (fig. 1b), y entre 111 y 222 MBq de citrato
de itrio (°9Y) coloidal cuando se trataba de la rodilla (11 proce-
dimientos). Las dosis se calcularon segiin el peso del paciente.
Para finalizar, sin retirar la aguja intraarticular, se inyectaron
corticoides de accion lenta (15mg de acetato de triamcinolona)
(fig. 1c). Al finalizar, se colocé un vendaje compresivo en posi-
cién anatémico-funcional y se recomendé reposo de la articulacién
durante 48-72 h para evitar complicaciones. En los casos en los
que el paciente no podia realizar reposo domiciliario, se procedia
a su ingreso hospitalario para un adecuado reposo de la articula-
cion. No fue necesario adoptar ninguna medida de radioproteccién
especifica.

El tiempo medio de seguimiento fue de 64,9 meses (rango 18-
109).

La eficacia del procedimiento se evalu6 mediante la compa-
racion clinica pre- y postratamiento, y la evaluaciéon final de la
respuesta terapéutica se realizé a los 6 meses como:

- Excelente: no hemartros y no sinovitis.

- Buena: no hemartros y disminucién de la sinovitis.

- Parcial: disminucién del hemartros y persistencia de la sinovitis.

- No respuesta: no disminucién del nimero de hemartros y persis-
tencia de la sinovitis.
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