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Sinovitis vellonodular pigmentada de rodilla
en pacientes esquel éticamente inmaduros
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RESUMEN

Introduccion: La sinovitis vellonodular pigmentada
(SVNP) es un trastorno proliferativo idiopético benigno
gue ocasiona vell osidades o formaciones nodulares en ar-
ticulaciones, tendones y bolsas serosas. Es una patologia
infrecuente en el grupo etario pediétrico, por lo que su
diagnéstico suele ser tardio. En este trabajo se analizan
los métodos de tratamiento utilizados y los resultados
funcional es obtenidos en € tratamiento de esta patologia.
Materialesy métodos. Se analizaron todas las SVNP de
rodilla tratadas entre enero de 1988 y junio de 2006. Se
estudio la forma de presentacion, la demora diagndstica,
el diagnéstico previo, € tipo de tratamiento, las recidivas
y lanecesidad de tratamientos posteriores. Los hallazgos
radiograficos se clasificaron de acuerdo con el sistema
propuesto por Flandry y parala evaluacién clinica se uti-
liz6 el Oxford Knee Score.

Resultados: Se evaluaron 9 pacientes con un promedio
de edad de 9,8 afios. El seguimiento promedio fue de 8,5
afos. Cuatro se presentaron en forma difusa, 4 en forma
intraarticular y 1 extraarticular. Sdlo en 3 casos se obser-
varon hallazgos radiogréficos preoperatorios. La demora
diagndstica fue de 18 meses promedio. La reseccion se
realizo a cielo abierto en 7 casos y artroscopica en 2 ca
sos. El 78% de | os pacientes evidenciaron unafuncion ar-
ticular satisfactoria en el Ultimo control. No hubo recidi-
vas luego de la reseccion.

Conclusiones. La resonancia magnética (RM) es de gran
utilidad parala orientacion diagnosticay paradeterminar la
extension delalesién. Lacirugiaes € tratamiento de elec-
cion. Los peores resultados funcionales se relacionaron di-
rectamente con €l tiempo de demora diagndstica.
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PIGMENTED VILLONODULAR SYNOVITIS OF THE KNEE IN
SKELETALLY IMMATURE PATIENTS

ABSTRACT

Introduction: Pigmented villonodular synovitis (PVNS)
is a benign idiopathic proliferative disorder of the syno-
vium resulting in villous or nodular formation in joints,
tendon sheaths, and bursae. It represents an infrequent
pathology in the pediatric group, and is therefore usually
diagnosed late. The purpose of the study isto analyze the
treatment methods and functional results of this patho-
logy.

Methods: We analyzed all PVNS of the knee treated bet-
ween January 1988 and June 2006. We studied the form
of presentation, diagnostic delay, previous diagnosis, ty-
pe of treatment, recurrences, and need for later treat-
ments. X-ray findings were classified according to the
system proposed by Flandry. For the clinical evaluation
the Oxford Knee Score was used.

Results: We evaluated 9 patients, average age: 9.8 years,
mean follow-up: 8.5 years. The average diagnostic delay
was 18 months. Only 3 cases presented preoperative ra-
diographic findings. Resection was open in 7 cases and
arthroscopic in 2 cases. 78% had satisfactory articular
function at last follow-up. There were no recurrences af -
ter resection.

Conclusions: MRI was very useful for diagnostic purpo-
ses and to determine the lesion size. Surgery is the treat-
ment of choice. The worst functional results were directly
related to the time of diagnostic delay.

Key worps: Pigmented villonodular synovitis. Knee.
Children.
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La SV NP es unapatologiainfrecuente, descrita por pri-
mera vez por Jaffel” en 1941y caracterizada por la proli-
feracion difusa de células sinovides, con formacion de
numerosas vellosidades y nédulos lobulados, redondea-
dos u ovoides, de diferente tamafio. Suele observarse en
adultos jovenes, entrelos 20 y 45 afios, sin predominio de
sexo. La lesion puede ser difusa o localizada.3! Los pa-
cientes suelen presentar dolor, inflamacién e hidrartro-
sis.227 La duracion de los sintomas es variable.?’

La presentacion en los nifios es rara, 10 que determina,
en lamayoria de los casos, demoras en el diagndstico. El
principal problema en este aspecto reside en e modo de
presentacion insidioso e inespecifico, asi como en los su-
tiles hallazgos radiogréficos iniciales. Ademas, puede ser
dificil distinguirla de otras patologias, como artritis reu-
matoide, artropatia hemofilica, tuberculosis, y otros pro-
cesos inflamatorios y neoplésicos sinoviales.

El objetivo de este trabajo es analizar los métodos de
tratamiento utilizados y los resultados funcionales obte-
nidos en 9 casos de SVNP derodilladiagnosticadosy tra-
tados en e Servicio de Ortopediay Traumatologia Infan-
til del Hospital Garrahan.

Materialesy métodos

Se analizaron retrospectivamente todos los pacientes con
diagndstico de sinovitis vellonodular pigmentada tratados entre
enero de 1988 y julio de 2006 en e Servicio de Ortopedia y
Traumatologia del Hospital Garrahan.

Los criterios de inclusién fueron: pacientes menores de 16
afos con diagnostico histolégico de SVNP derodilla, con un se-
guimiento minimo de 12 meses. Se excluyeron los pacientes
con antecedentes quirdrgicos en larodillaafectaday seguimien-
to clinico-radiogréfico incompleto. La informacién fue obteni-
dadelas historias clinicas del archivo del hospital. Paralareco-
leccion de los datos se utilizd un model o de vaciamiento en que
se incluyeron las variables seleccionadas. Se analizaron edad,
sexo, localizacion, forma de presentacion (localizada o difusa),
presentacion clinica, tiempo de demora diagnéstica, diagndsti-
Co previo, tipo de tratamiento (conservador, sinovectomiaacie-
lo abierto o artroscopica), presencia de recidivas y necesidad de
tratami entos posteriores. Se defini6 recidiva ala recurrencia de
los sintomas (dolor, tumefaccion, impotencia funcional y limi-
tacién de la amplitud de movimiento) que requirié algun proce-
dimiento adicional paralaexploracion de laarticulacion o dela
region extraarticular afectada.

Los hallazgos radiogréficos fueron clasificados de acuerdo
con e sistema propuesto por Flandry!, e cual los divide en
grado O: estudio normal sin cambios, grado 1. cambios mini-
mos, expansion del saco sinovial popliteo o suprarrotuliano,
erosion 6sea o cambios quisticos superficiales; y grado 2: cam-
bios extensos, tumefaccion exuberante de los tejidos blandos,
disminucién del espacio articular, erosion o cambios quisticos
masivos (Fig. 1). Para analizar la evolucion clinica, los pacien-
tes fueron evaluados con el Oxford Knee Score,” un cuestiona-
rio subjetivo de opciones multiples que evalta dolor y funcion
articular. Un puntgje entre 12 y 20 representa una funcion arti-
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cular satisfactoria; entre 21 y 30, degeneracion articular leve;
entre 31y 40, degeneracion articular moderaday entre 41y 60,
degeneracion articular severa.

Se efectud una resonancia magnética (RMN) preoperatoria
paraevaluar la extension de lalesion. El plan quirdrgico fue in-
dividualizado para cada paciente a fin de intentar la reseccion
completa. En todoslos casos se reaizé biopsia (abierta o artros-
copica) para confirmar el diagndstico (Figs. 2y 3). En los pa-
cientes en quienes se efectud lareseccién acielo abierto, se uti-
liz6 un abordaje parapatelar medial convencional. En los pa
cientes en quienes se opto por la via artroscopica, se utilizaron
cuatro portales: pararrotulianos (anterolateral y anteromedial) y
suprarrotulianos (interno y externo), con Opticas de 30° para vi-
sualizar el compartimiento anterior y los recesos lateral y me-
dial. Luego del cierre delapidl, se coloco un vendaje eléstico y
se autorizo el apoyo del miembro afectado. En el posoperatorio
inmediato, se indicé movilidad articular tempranay gjercicios
isométricos de cuadriceps y gemelos.

Los datos obtenidos se expresaron en forma de nlimeros ab-
solutos y porcentajes.

Resultados

Entre enero de 1988 y julio de 2006 se trataron 14 pa-
cientes con diagnéstico de sinovitis vellonodular pigmen-
tada. Tres fueron excluidos por presentar otra localiza-
cion (2 de caderay 1 de tobillo). Dos pacientes con loca-
lizacién en la rodilla también fueron excluidos; uno de

Figura 1. Paciente de 6 afios con sintomatologia en la
rodilla derecha de larga evolucion. A. y B. Radiografias
de frente y perfil donde se objetiva la disminucion del espacio
intraarticular en larodilla derecha.
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Figura 2. Aspecto clinico. A. y B. Tumefaccion de larodilla
derecha. C. Abordaje anterior pararrotuliano.

ellos habia sido intervenido quirdrgicamente en otro cen-
tro y fue derivado para el tratamiento de la secuelay €
restante se perdio durante el seguimiento. Se incluyeron
parael andlisis 9 pacientes: 4 varonesy 5 mujeres. El pro-
medio de edad en la primera consulta fue de 9,8 afios
(rango, 2-15). Todos tuvieron un seguimiento minimo de
12 meses, con un promedio de 8,5 afios (rango, 1-12
anos) posterior al diagnostico. Las lesiones fueron de ti-
po localizadas en 5 pacientes (4 intraarticulares y 1 ex-
traarticular) y difusas en los 4 restantes. El lado afectado
fue el izquierdo en 5 pacientesy el derecho en 4. La du-
racion de los sintomas antes del diagnostico fue entre 3y
48 meses (18 meses promedio). En 44% de ellos se habia
diagnosticado erréneamente como artritis reumatoide ju-
venil monoarticular y fueron los que mayor demora diag-
nostica presentaron (33,5 meses). En solo 33% de los pa
cientes hubo hallazgos positivos en las radiografias ini-
ciales (Véase Fig. 1) (Tabla 1).

En todos los pacientes se confirmé el diagnéstico me-
diante biopsiaincisional (4 de9), escisional (1 de9) o ar-
troscopica (4 de 9). La reseccion se realiz6 mediante si-
novectomia a cielo abierto en 6 casos, con técnica artros-
copicaen 2 casosy en el caso de localizacion extraarticu-
lar, através de un abordaje lateral. No hubo recidivas lue-
go delaexéresis de lalesion. Siete pacientes recuperaron
la amplitud de movimiento completo o presentaron una
limitacion menor de 15° luego de la cirugia. Dos de los

Figura 3. Intraoperatorio. A. Visién intraarticular de las
vellosidades. B. y C. Marcada destruccion del cartilago articular.

cuatro pacientes que presentaron mayor demora diagnés-
tica (casos 1 y 8) tuvieron como secuela una limitacion
importante de la movilidad articular y dolor leve a mode-
rado ocasional. El paciente del caso 1 requirid moviliza
cion bajo anestesia en dos oportunidades (Fig. 4). De
acuerdo con el puntaje de Oxford el 78% teniaen el Ulti-
mo control una funcion articular satisfactoriay €l 22%,
una degeneracion articular leve (Tabla 2). Los peores re-
sultados funcionales se relacionaron directamente con la
demora diagnéstica.

Discusion

Laincidenciaanua estimada de la sinovitis vellonodu-
lar pigmentada es de 1,8 pacientes por millén de habitan-
tes.?” Aungue no existen estadisticas en el grupo pediétri-
co, la incidencia estimada es significativamente menor.
La etiologia de este proceso es incierta. Algunos autores
postulan que se deberia a un proceso inflamatorio o0 aun
trastorno del metabolismo lipidico,'> aunque la mayoria
se inclina por la teoria de que se trata de un proceso in-
flamatorio crénico.’>152% Otro grupo de investigadores
sugiere que se trataria de un proceso neoplésico debido a
gue puede producir metastasis (aunque raras) y a que
existe cierta evidencia de que algunas lesiones son de ti-
po monoclonal .6.8:16.26.28
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Tabla 1. Evaluacion prequirdrgica de los pacientes. Diagnéstico
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Caso | Edad | Sexo | Lado | Forma | Seguimiento Clinica Hallazgos Demora | Diagndstico
(meses) Rx (Flandry) | diagnéstica previo
(meses)
1 12 M D D 90 Gonalgia | 24 AR
2 14 F | LI 78 Gonalgia | 24 AR
3 15 F | D 108 Gonalgia 0 8 No
4 10 M I LI 58 Tumefaccion 0 2 No
5 10 F | D 50 Gonalgia 0 3 No
6 2 F D D 106 Claudicacion, tumefaccion 0 38 AR
7 9 M I LE 12 Tumefaccion 0 4 No
8 7 M D LI 153 Dolor, tumefaccion | 48 AR
9 10 M D LI 60 Dolor, tumefaccion, 0 10 No
impotencia funcional

D: derecho, I: izquierdo, D: difusa, LI: localizada intraarticular, LE: localizada extraarticular. Hallazgos radiogréficos (Flandry11): Grado O: estudio
normal sin cambios, Grado |: cambios minimos, expansién del saco sinovial popliteo o suprarrotuliano, erosién 6sea o cambios quisticos superficia-
les. AR: artritis reumatoide.

Figura 4. Evaluacion fina (19 afios de edad).
A.y B. Amplitud de movimiento de larodilla: 0-130°.

B

Figura 5. Radiografias posoperatorias de frente. A. Perfil

y patelofemoral.

B. Se objetiva degeneracion articular tibiofemoral
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Tabla 2. Evaluacion posquirdrgica de los pacientes y puntaje de Oxford

Caso Biopsia Tratamiento Tratamientos posteriores ROM Dolor Oxford | Recidiva
1 I SCA Si* 10-90 § 21 No
2 I SCA No 0-120 No 15 No
3 I SCA No 0-130 No 12 No
4 A A No 0-135 No 12 No
5 A SCA No 0-130 No 13 No
6 I SCA No 0-130 No 15 No
7 E RA No 0-130 No 12 No
8 A SCA No 0-90 § 21 No
9 A A No 0-130 No 12 No

I: insicional, E: escisional; A: artroscopica, SCA: sinovectomia a cielo abierto, A: artroscopia, RA: reseccion abierta, *: movilizacion bajo anestesia

(x2), ROM: rango de movilidad, §: molestia leve a moderada ocasional.

Figura 6. Paciente de 9 afios con dolor e impotencia funcional
de larodilla derecha de 4 meses de evolucion. A. y B. Aspecto
clinico donde se objetiva tumefaccion anterolateral de la
rodilladerecha. C. y D. Resonancia magnética en secuencias
T1y T2 que muestra una masa en la region retrorrotuliana
(grasa de Hoffa). E. Cicatriz del abordaje anterolateral
pararrotuliano, através del cua se realizo la reseccion.

Una caracteristica de la SVNP esla capacidad de inva
dir el hueso subcondral y provocar quistes y erosiones,
por lo que el tratamiento debe ser instaurado lo antes po-
sible para evitar lesiones secundarias degenerativas, pro-
ducto del retraso diagndstico. La RM es un método com-
plementario de gran valor, ya que las radiografias inicia
les suelen ser negativas en un alto porcentgje. En esta se-
rie, solo €l 33% (3 de 9) presentaron signos radiogréficos
levesy 77% no tuvieron cambios identificados en la con-
sultainicial. La RM muestra una masa de tejido blando
con sefial hipointensa en las secuencias T1y T2.2 Este
estudio permite diferenciar las distintas formas de pre-
sentacion (difusa o localizada) y evaluar la extension a
tejido blando y al éseo, asi como hacer el diagnostico en
los casos de localizacion intraarticular de rodilla que pue-
den simular sindromes meniscales o cuerpos libres.?22
Recientemente se hainformado que las secuencias en eco
de gradiente serian de especial utilidad paravalorar laex-
tension de lalesion en los nifios.1°

Si bien se describieron numerosas opciones terapéuti-
cas, el tratamiento Optimo es la cirugia. Las SVNP loca-
lizedas rara vez presentan recurrencia local luego de la
escision marginal artroscopica.22%-2426 E| tratamiento de
las formas difusas no se ha definido con claridad, aunque
la sinovectomia total es €l mas aceptado. Esta puede
efectuarse a cielo abierto o por artroscopia. No existen
publicaciones que comparen los resultados con ambas
técnicas. La artroscopia tiene la ventaja de que es menos
invasiva, por lo que la recuperacion funciona seria més
répida, pero presenta como desventaja €l riesgo de recu-
rrencia y la posibilidad de contaminacién de los porta
lesS

Més alla de latécnica utilizada, €l principio en lasfor-
mas difusas es e mismo: la escision total de la sinovial.
Debido alatasa de recurrenciainformada en este tipo de
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SVNP, algunos autores han sugerido la radioterapiacomo
tratamiento adyuvante.32! Esta técnica es de uso contro-
versial en los nifios por € peligro de dafio fisario y sarco-
mas inducidos por |a radiacion.* Como es una patologia
infrecuente en pacientes esqueléticamente inmaduros,
hay pocos estudios que incluyan sélo a este grupo. La
mayoria de las publicaciones se refieren a casos aislados
ubicados en el codo,! € tobillo,1314 el sacro’® o de pre-
sentacion multifocal 1232 Si bien larodilla es la localiza-
cion mas frecuente, son escasas las publicaciones sobre
pacientes preadolescentes. #3032 Esto determina que se
produzcan demoras diagndsticas, ya que la lesién no es
sospechada o se la confunde con otros procesos de pre-
sentacion similar, como artritis reumatoide, hemofilia, ar-
tritis tubercul osa, angiomas, neoplasias sinovialesy otros
procesos inflamatorios. Los cuatro pacientes en quienes
se sospechd inicialmente otra patologia sufrieron demo-
ras diagnosticas que derivaron en un tratamiento tardio
(33,5 meses promedio). Estos cuatro casos obtuvieron los
puntajes mas bajos en la evaluacion clinicay dos de ellos
refieren molestias leves a moderadas ocasionales, con
una amplitud de movimiento disminuida.
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Este estudio tiene algunas limitaciones: el tamafio de la
muestray |la heterogeneidad de |as presentaciones no per-
miten un andlisis estadistico de | os diferentes métodos de
tratamiento. Por otra parte, la recidiva fue definida clini-
camente como recurrencia de los sintomas, pero no se
realiz6 RM o artroscopia para detectar las recidivas sub-
clinicas que podrian haber sido interpretadas como dege-
neracion articular.

Conclusiones

En conclusién, la SVNP es una patologia de rara pre-
sentacion en los nifios, por 1o que suele ser diagnosticada
en formatardia. La RM es de gran utilidad parala orien-
tacion diagnésticay para determinar laextension delale-
sién. Lacirugia es el tratamiento preferido, con bagja tasa
de recidiva cuando se realiza |la reseccién correcta de la
lesién. El manejo artroscOpico se reserva para las formas
localizadas intraarticulares de facil acceso. En nuestra se-
rie, los peores resultados funcionales se relacionaron di-
rectamente con el tiempo de demora diagndstica.
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