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Osteopatia hipertrofica secundaria a osteossarcoma
condroblastico extraesquelético em um cao

Hypertrophic Osteopathy Secondary to Extraskeletal Chondroblastic Osteosarcoma in a Dog

Natalia Martins Hoffmann', Mayron Tobias da Luz? Luisa LemosVieira3, Matheus Folgearini Silveira’,
Pamela da Silva Corréa® & Débora Maria Marques Callado de Oliveira?

ABSTRACT

Background: hypertrophic osteopathy is a periosteum disturb characterized by diffuse new bone formation which leads to
significant thickening and deformity of members. Secondary in nature, it usually follows large pulmonary lesions such as
abscesses and neoplasms. Extraskeletal osteosarcomas are rare and extremely malignant mesenchymal neoplasms. They
comprise approximately 1% of all domestic animals’ osteosarcomas and develop in the absence of a primary bone lesion.
The aim of this paper was to describe a case of hypertrophic osteopathy, involving joints and upper limbs bones including
ilium, secondary to a mediastinal chondroblastic osteosarcoma with pulmonary metastasis.

Case: A 10-year-old spayed female mixed breed dog, weighing 9 kg, was presented with painful limbs, lameness, hind limbs
swelling and a four-month history of weight loss. Radiographic examination revealed bilateral and asymmetric periosteal
reactions on diaphyseal and/or epiphyseal areas of all proximal phalanges; metacarpal, metatarsal, carpal and tarsal bones;
radius; ulna; tibia; fibula; humerus; femur and right ilium. An increased soft tissue radiopacity was noted on the lateral side
of the right knee joint. Thoracic radiographies and ultrasonography suggested the presence of a 5-cm neoplasm or abscess
in the left caudal lung lobe. At necropsy, the lobe showed a firm and solid, oval white mass measuring 5.2 x 2.9 cm. Another
mass was found in the caudal mediastinum, near the diaphragm, with same color and more irregular aspect, measuring 3.3
cm of diameter. Intense periosteal new-bone formation was seen in the entire length of the four limbs bones, characterized
by thickening of the bone surface and formation of irregular trabeculae perpendicular to the cortex. Significant swelling and
thickening of the joint capsule was noted in the right knee. There was no microbial growth on aerobic or anaerobic cultures
from the masses samples sent to culture. Histopathological examination showed areas of chondroid differentiation, osteoid
tissue formation and cell morphology suggestive of chondroblastic osteosarcoma in mediastinal region, with invasion and
involvement of the diaphragm and lungs. The analyzed bone fragment had large foci of tissue compaction, peritrabecular
bleeding and mineralization of osteoid tissue, permeated by plasma cells and typical lymphocytes.

Discussion: Although hypertrophic osteopathy is often characterized as a disease which affects the diaphysis of distal long
bones, this case presented a proximal progression of the disease. There was an unusual involvement of joints and ilium,
which reinforces the importance of radiographic evaluation of these regions. Further studies on the pathogenesis of the
syndrome are required, as its exact mechanisms remain obscure. It is suggested that the term hypertrophic osteoarthropathy
should not be consider a misnomer since joint involvement is not exclusive of human form of the disease. Mediastinal
masses are important cause of hypertrophic osteopathy. However, this is the first paper the authors are aware of that reports
the occurrence of hypertrophic osteopathy secondary to mediastinal osteosarcoma. Finally, although rare, extra skeletal
osteosarcoma should be considered in the differential diagnosis of intrathoracic masses in dogs with hypertrophic osteopa-
thy. Timely diagnosis of hypertrophic osteopathy, whose signs of lameness and painful limbs draw the owner’s attention,
may favor the diagnosis of severe concomitant diseases.
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Descritores: osteoartropatia pulmonar hipertrdfica, osteossarcoma mediastinico, sindrome paraneopldsica, canino.
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INTRODUCAO

Osteossarcomas extraesqueléticos sao tumores
mesenquimais malignos produtores de matriz osteoide,
sem envolvimento periosteal ou dsseo primadrio [5,8].
A ocorréncia de osteossarcoma extraesquelético € rara,
representando aproximadamente 1% dos casos de os-
teossarcomas em animais domésticos [14]. Em cées, €
relatado em diferentes 6rgdos e tecidos, incluindo figado,
baco, rim, mesentério, omento e glandula mamaria [5].

A osteopatia hipertréfica (OH), também conhe-
cida como doenca de Marie, osteopatia hipertréfica pul-
monar ou osteoartropatia hipertréfica, ¢ uma sindrome
secunddria a presenca de uma massa em térax ou ab-
ddmen, ou a doenga cardiovascular, caracterizada por
neoformacgdo dssea cronica, que produz significativo
espessamento e deformidade nos membros [2,3,17].
Causas nio neopldsicas, incluem doencas pulmo-
nares, corpos estranhos intratordcicos, dirofilariose
,espirocercose e tuberculose [1]. A OH é uma doenca
de ocorréncia incomum, de maior incidéncia em caes
e em humanos, sendo também descrita em outras es-
pécies [2]. Sua patogenia, ainda ndo completamente
esclarecida, € relacionada a diferente mecanismos,
que possuem como fator comum o aumento do fluxo
sanguineo distal nos membros [3].

Alguns autores ainda definem a OH como
doenca que acomete as diafises de ossos longos distais
dos membros. Entretanto, o acometimento de outras
regides anatdmicas € descrito neste relato. Objetivou-
se descrever um caso de osteopatia hipertréfica com
envolvimento de articulacdes e 0ssos proximais do es-
queleto apendicular, secunddrio a osteossarcoma con-
drobléstico mediastinico em cio, correlacionando os
achados clinicos, radiogréficos e anatomopatoldgicos.

CASO

Um canino fémea, esterilizado, sem racga
definida, de 10 anos de idade e pesando 9 kg, foi
atendido no Hospital Veterindrio da Universidade do
Sul de Santa Catarina (HV-UNISUL) com histérico
de dificuldade de deambulagdo, dor e aumento de
volume em membros pélvicos, e perda de peso ha
quatro meses. O exame radiografico revelou aumento
de radiopacidade de tecidos moles lateral a articulagao
do joelho direito. Reacdes periosteais bilaterais e assi-
métricas do tipo lamelar ou paligada foram observadas
em regides diafisarias e também epifisarias de imero,
radio, ulna, fémur, tibia, fibula, patela, ossos do carpo

e tarso, metacarpos, metatarsos e falanges (Figura
1A). Neoformacgdo periosteal similar foi verificada ao
longo de todo o {lio direito. Radiografias toracicas e
ultrassonografia utilizando as janelas acusticas do 6°
ao 8° espago intercostal esquerdo, sugeriram presenca
de neoplasia ou abscesso localizado no lobo pulmonar
caudal esquerdo de aproximadamente 5 cm. Com os
achados da clinica, associado aos resultados radiografi-
cos, sugeriu-se o diagndstico de osteopatia hipertrdfica.

Foram prescritos analgésicos cloridrato de trama-
dol (Cronidor®)' [5 mg/kg, a cada 8 h], dipirona (Dipirona
Gotas Biovet®)? [25 mg/kg, a cada 8 h] e antiinflamatério
esteroidal prednisona (Meticorten®)? [ 1 mg/kg, a cada 24
h], por 5 dias, e indicada a lobectomia pulmonar caudal
esquerda. Dois dias apds a consulta, o paciente foi aten-
dido em uma clinica veterinaria em sua cidade de origem
apresentando grave dispneia, sialorréia e permanéncia em
dectibito lateral. Optou-se entdo pela eutandsia.

A necropsia, neoformagdes Gsseas periosteais
caracterizadas por espessamento da superficie 6ssea
e formacdo de trabéculas irregulares, perpendiculares
ao cortex, foram visibilizadas em toda a extensao
dos ossos dos membros. As alteracdes foram mais
evidentes apds a maceracao dos ossos [3], e remogao
do espesso peridsteo, que revelou aspecto de couve-
flor em diversas superficies dsseas (Figura 1 B-D).
O comprometimento articular ficou evidente pela
hiperostose patelar e em regides de epifise proximas
a superficies articulares, bem como pelo aumento de
volume em joelho direito, com grande espessamento
da céapsula articular. No mediastino caudal, junto a
insercdo do diafragma, constatou-se uma massa de
coloragdo branca e consisténcia firme, com 3,3 cm de
didmetro e superficie irregular (Figura 2A). O lobo
caudal esquerdo pulmonar apresentava uma massa oval
de mesma coloracio e consisténcia, com superficie lisa,
medindo 5,2 x 2,9 cm (Figura 2B).

As culturas microbioldgicas das duas massas
intratordcicas nio resultaram em crescimento de ne-
nhum microrganismo. O exame histopatolégicoindicou
dreas de diferenciac@o condroide, focos osteoides
e morfologia celular sugestivos de osteossarcoma
condrobldstico em regidio mediastinica, com invasao
e envolvimento de diafragma e parénquima pulmonar
(Figura 2C). O fragmento dsseo analisado apresentou
amplos focos de compactacdo tecidual, hemorragia
peritrabecular e mineralizacdo de tecido osteoide,
permeado por plasmdcitos e linfocitos tipicos.
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Figura 1. Comparacio entre achados radiograficos e necropsiais (pegas
maceradas e clareadas). A- Radiografia ventrodorsal de pelve e membros
posteriores. Nota-se reagdes periostais no ilio direito e bilaterais em fémur,
tibia, ossos do tarso, metatarso e falanges proximais. B- Neoformagao
dssea em couve-flor, bilateral nas epifises proximais e didfise de fémur.
C- Epifises proximais e distais de tibia e fibula ao longo dos metatarsos (D).
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Figura 2. Osteossaroma extraesquelético intratordcico. A- Visibiliza¢do do
tumor mediastinico (seta branca), junto ao diafragma, e metastase pulmonar
(seta preta). B- Corte transversal da massa pulmonar, evidenciando consistén-

cia sélida. C- Imagem do exame histopatoldgico de fragmento da massa
mediastinica, evidenciando a matriz osteoide formada (seta). [H&E, 100x].

DISCUSSAO

Duas doencas incomuns ocorreram neste caso:
osteossarcoma condrobléstico extraesquelético medi-
astinico e OH com invasao articular e avancgo proximal
do esqueleto apendicular. Embora a OH seja por vezes
descrita como uma doenca que acomete a didfise dos
ossos longos distais dos membros [2,9,16], este relato
descreve também o acometimento de epifises sseas e
0ss0s proximais dos membros, incluindo o flio. Assim,
a OH pode progredir proximalmente pelos membros
até a pelve [1,3] e ocasionalmente ocorrer em vértebras

e no cranio [3]. Além disso, a OH pode acometer as
articulacdes na medida em que as anormalidades Os-
seas avancam para as epifises, de modo que o termo
osteartropatia hipertréfica ndo deve ser uma definicao
tida como errdnea na medicina veterindria e exclusiva
da medicina humana, como sugerido por alguns autores
[4,16]. A patogenia da OH carece de mais estudos para
seu total entendimento. As teorias aceitas até o mo-
mento envolvem mecanismos neurogénicos, humorais
e relacionados a fatores de crescimento [3]. O amplo
espectro de doengas de base e a raridade da sindrome
sao importantes desafios a pesquisa.

Massas mediastinicas, como encontradas
neste caso, sdo reportadas como importante causa de
OH [12]. No entanto, casos de osteossarcomas medi-
astinicos sdo extremamente raros. Até onde os autores
tém conhecimento, este ¢ o primeiro relato de caso
de OH secundaria a osteossarcoma condroblastico
extraesquelético mediastinico. A ocorréncia de osteos-
sarcoma mediastinico em caes, € descrita em pericardio
[13], coragdo [11,15], linfonodo [6] e relacionada com
a transformacgdo neoplésica de ndédulo esofagico de
Spirocerca lupi [10].

A maioria dos osteossarcomas extraesqueléti-
cos em caes ocorre em Orgdos viscerais, localizagao
diferente da observada neste caso, em que o acometi-
mento foi diafragmético. Osteossarcomas de tecidos
moles sdo mais comumente observado em huma-
nos[18]. A aparéncia histolégica dos osteossarco mas
pode variar muito [14,18]. O diagnéstico definitivo
€ dado com base na detec¢do da produgdo de matriz
osteoide ou Ossea pelas células neoplésicas e, no caso
de osteossarcomas condroblasticos, pela producido
adicional de matriz condroide [14], como observado no
exame histolégico do paciente relatado. Embora uma
minoria de c@es com lesdes intratordcicas desenvolva
OH, cdes com metdstases pulmonares por osteossar-
coma sao mais suscetiveis a desenvolver a sindrome do
que aqueles com carcinomas metastaticos [3].

O tratamento para OH € possivel, devendo
eliminar a doenca de base [3,12]. A vagotomia ipsi-
lateral a lesdo, ou no lado mais acometido, bem como
resseccoes cirtrgicas de lesdes pulmonares podem
rapidamente aliviar a dor, o inchaco de tecidos moles e
induzir a regressdo das anormalidades dsseas ao longo
do tempo [1,9]. No entanto, a terapia para osteossarco-
mas extraesqueléticos, baseada na remogdo cirtirgica
possui progndstico ruim (90 dias), e sua associacdo com
tratamento quimioterapico necessita de mais estudos [5].
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Os sinais clinicos consequentes a OH troux-  proximal e axial também & possivel. Conclui-se ainda
eram o paciente ao servigo veterindrio, entretanto, que, embora raros, osteossarcomas extraesqueléticos
a deterioracdo clinica pelo avancado osteossarcoma devem ser considerados no diagnéstico diferencial de
inviabilizou a tentativa teraputica. O diagndstico pre-  massas intratoracicas em cdes com OH.
coce da OH pode antecipar a deteccdo e favorecer ain-  MANUFACTURERS
tervencdo nas diferentes doencas de base relacionadasa  'Agener Unido Satide Animal. Sdo Paulo, SP, Brazil.
sindrome, como neoplasias e abscessos. Em vista disso,  Laboratério Bio-Vet S/A. Vargem Grande Paulista, SP, Brazil.
conclui-se que para o diagndstico de OH, deve-se aten- “MSD Sa}ﬁde Ar."mal' Cruzeiro, SP, Brazil. .
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