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Resumo

Palavra-Chave

> sarcoma

= artroplastia de quadril
= proteses de quadril

> metais

Apesar da relacao entre artroplastia de quadril e o desenvolvimento de sarcoma ter sido
descrita pela primeira vez na literatura ha cerca de quarenta anos, esta associacdo é
extremamente rara. No presente relato de caso, descrevemos a associacdo entre
implante ortopédico e sarcoma de partes moles em um homem de 79 anos submetido
a artroplastia primaria total do quadril (ATQ) por coxartrose ha 24 anos. Foram
descritas a evolucdo clinica e os achados radiograficos e histopatologicos da lesdo.
No intraoperatério da segunda cirurgia de revisdo, foi evidenciada soltura dos
componentes acetabular e femoral em associacao com extensas areas de necrose e
de metalose. Foi realizado desbridamento da regido do quadril e da coxa direita e
retirada dos implantes. Devido a extensdo da lesdo e da necrose, niao foi possivel
realizar nova reconstrucdo articular. O diagnéstico histopatoldgico de sarcoma pleo-
morfico indiferenciado de alto grau associado a extensas areas de metalose foi
estabelecido no tecido adjacente ao implante. O paciente evoluiu com metastases
pulmonares e faleceu 6 meses ap6s o diagnoéstico. Apesar da raridade da associacao, os
sarcomas devem ser considerados no diagnéstico diferencial das solturas assépticas,
particularmente na presenca de metalose no tecido peri-implantar. Pelo nosso
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Sarcoma pleomorfico associado a metalose

Abstract
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conhecimento o periodo de laténcia de 24 anos entre a ATQ primaria e o estabele-
cimento do diagndstico de sarcoma é um dos mais longos relatado até o momento.

Although the relationship between hip arthroplasty and the development of sarcoma
was first described in the literature about forty years ago, this association is extremely
rare. In the present case report, we describe the association between orthopedic
implants and soft tissue sarcoma in a 79-year-old man who underwent primary total hip
arthroplasty (THA) for coxarthrosis 24 years ago. In the present case report, we
describe the clinical evolution and the radiographic and histopathological findings of
the lesion. In the intraoperative period of the second revision surgery, loosening of the
acetabular and femoral components in association with extensive areas of necrosis and
metallosis was evidenced. We performed debridement of the hip and right thigh region
and removed the implants. Due to the extent of the lesion and to necrosis, it was not
possible to perform a new joint reconstruction. The histopathological diagnosis of high-
grade undifferentiated pleomorphic sarcoma associated with extensive areas of metal-
losis was confirmed in tissue adjacent to the implant. The patient developed pulmonary
metastases and died 6 months after the diagnosis. Despite the rarity of this association,
sarcomas should be considered in the differential diagnosis of aseptic loosening,
especially in the presence of metallosis in the peri-implant tissue. To our knowledge,
the 24-year latency period between primary THA and the establishment of a sarcoma

= metals

Introducao

A resposta celular as particulas de debris provenientes da
degradacdo de diversos tipos de materiais constitui a base
biolégica da ostedlise peri-implantar que resulta nas falhas das
artroplastias totais de quadril (ATQs).! Os debris de desgaste
dos componentes da protese ativam o sistema monoci-
tico/macrofagico, promovendo a liberacdo de citocinas pro-
inflamatorias, particularmente de fatores de crescimento, de
interleucinas e da proteina ligante do receptor ativador do fator
nuclear kappa B (RANKL, na sigla em inglés). A acdo integrada
destas moléculas de sinalizacdo celular, e em particular a
ativacdo da osteoclastogénese pela interacdo do RANKL com
seu receptor ativador do fator nuclear kappa (RANK), iniciam o
processo de ostedlise. A ativacdo do sistema RANK/RANKL
resulta no aumento do recrutamento e da atividade dos
osteoclastos na interface com o implante, levando a reabsor¢ao
6ssea e ao afrouxamento e i soltura da prétese.’

A relacdo entre artroplastia de quadril e o desenvolvi-
mento de sarcoma foi relatada pela primeira vez em 1984.2
Em uma revisdao compreendendo um periodo de 30 anos
(1974-2003), foi descrita a ocorréncia de 46 tumores malig-
nos (41 sarcomas, 4 linfomas e 1 carcinoma epidermoide)
relacionados a ATQ.

Relato do Caso

Homem, branco, 79 anos, com coxartrose idiopatica bilateral
submetido a ATQ primaria em 1992 (quadril direito) e 1993
(quadril esquerdo). Nas duas cirurgias, foi utilizado compo-
nente acetabular ndo cimentado composto por liga de titanio

diagnosis is one of the longest reported to date.

revestido em plasma poroso, fixado com parafusos acetabu-
lares, ndcleo acetabular de polietileno e haste femoral nao
cimentada, composta por liga de titanio e superficie rugosa
proximal, recoberta por hidroxiapatia e cabeca intercambi-
avel de cromo-cobalto. Em janeiro de 2001, o paciente
apresentou soltura do componente acetabular do quadril
esquerdo e foi submetido a artroplastia de revisdao com troca
por prétese acetabular ndo cimentada. Em setembro do
mesmo ano, pelo mesmo diagnéstico, foi submetido a artro-
plastia de revisdo do quadril direito com manutenc¢do da
haste e troca do acetabulo por componente cimentado. No
intraoperatério dos dois procedimentos cirtrgicos, foram
observados desgaste importante do polietileno e focos exten-
sos de metalose no tecido peri-implantar. Em fevereiro de
2016, o paciente apresentou aumento de volume e dor
intensa no quadril direito e dificuldade para deambular. Ao
exame fisico, apresentava aumento do volume da coxa sem
flutuagdo, diminuicdo do arco de movimento e incapacidade
de suportar carga no membro, sem déficit neurolégico. Dois
meses apoés o inicio dos sintomas, foi realizado novo proce-
dimento de revisao no quadril direito, tendo como principal
hipétese diagnostica infeccdo e como diagndstico diferencial
lesdo pseudotumoral por debris de metalose. No intraope-
ratério, foram evidenciadas soltura dos componentes aceta-
bular e femoral e extensas areas de necrose tecidual e de
metalose envolvendo toda a regido periarticular, sem evi-
déncia de secrecdo purulenta (=Figura 1). Foi realizado
desbridamento da regido do quadril e da coxa direita para
retirada dos implantes e coleta de material para cultura
microbiolégica e avaliacdo histopatolégica. Devido a
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Fig.1 Cirurgia de revisdo do quadril direito em maio de 2016. (A) Radiografia panoramica da bacia em incidéncia anteroposterior evidenciando
artroplastia total bilateral de quadril. A direita, observa-se sinais de reabsorcdo proximal do fémur e migracdo do componente acetabular para
dentro do iliaco, que apresenta ostedlise difusa. Nota-se ainda importante aumento de volume de partes moles na regido periprotética. A
protése ndo cimentada a esquerda apresenta afrouxamento do componente acetabular, que se encontra medializado e verticalizado. O
componente femoral esté fixo. (B) Imagens do intraoperatério mostrando metalose (4reas enegrecidas). (C) Areas extensas de necrose do tecido
adjacente ao implante (setas) que foi desbridado para a retirada dos componentes acetabular e femoral, ndo sendo possivel realizar nova

reconstrucdo articular.

extensdo da necrose tecidual, ndo foi possivel realizar nova
reconstrucdo articular. A avaliacdo histopatolégica confir-
mou o diagnéstico de sarcoma pleomérfico indiferenciado
(SPI) de alto grau e metalose (=Figura 2). Os resultados das
culturas microbiolégicas intraoperatérias foram negativos.
Em julho de 2016, a radiografia do quadril direito evidenciou

volumosa massa tumoral em partes moles e extensa des-
truicdo do terco proximal do fémur (~Figura 3). O paciente
evoluiu com perda de peso e dispneia, sendo diagnosticado
derrame pleural e multiplos n6dulos metastaticos nos pul-
moes (~Figura 4), e faleceu em agosto de 2016, 24 anos apo6s
a realizagdo da ATQ primaria.

'*.o 3

Fig. 2 Aspecto histopatoldgico e perfil imuno-histoquimico da lesdo associada ao implante da articulacdo do quadril direito. (A) Sarcoma
pleomorfico indiferenciado de alto grau caracterizado por grau acentuado de anaplasia celular (setas). (B) Debris de desgaste dos componentes
da proétese identificado pelos pigmentos enegrecidos (setas) em associagdao com as células tumorais (*). (C) Auséncia de imunomarcagao para
desmina. (D) Imunopositividade fraca para proteina S-100. (E) Expressdo positiva difusa para os anticorpos anti-CD 68 e (F) Anti-Vimentina.
(A e B) Coloracdo hematoxilina e eosina (H&E). Barra de escala: 50um (A,B), 70um (GE) e 100pm (F).
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Fig. 3 Radiografia do quadril direito realizada em julho de 2016 apds
procedimento de artroplastia de revisdo via acesso posterolateral com
remoc¢ao dos componentes protéticos. Presenca de volumosa massa
tumoral em partes moles em associacdo com extensa destruicdo do terco
proximal do fémur.

Fig. 4 Tomografia computadorizada do térax. Em julho de 2016, o
paciente apresentava derrame pleural e mdltiplos nddulos metastaticos em
ambos os pulmdes e evoluiu para o 6bito em agosto de 2016.

Discussao

As incidéncias de sarcomas de partes moles na populacdo em
geral e em associacdo com ATQ foram estimadas em entre 0,5 e
2,0 para cada 100.000 individuos por ano* e em 1,43 para cada
100.000 individuos por ano, respectivamente. A associacdo a

Campos et al.

implantes mais frequente é com o SPI de alto grau (fibrohis-
tiocitoma maligno, segundo a nomenclatura antiga). Contudo,
a associacdo entre ATQ e outros sarcomas, Como osteossarco-
mas, angiossarcoma e sarcoma sinovial também ja foi
descrita.>~” Em um grande estudo populacional, foi demons-
trado que os implantes de quadril metal-metal ndo estdao
associados a um risco geral aumentado de cancer ou morte
por causa oncolégica durante um periodo médio de acompa-
nhamento de 7,4 anos?® Porém, neste estudo, nio foram
incluidos implantes do mesmo tipo utilizado no presente
relato (polietileno-metal).

Considerando a data do inicio das queixas do paciente
compativeis com doenca neoplasica (tumoracao local, perda
de peso e dispneia) com a confirmacdo histolégica do diag-
noéstico de SPI, o intervalo de tempo entre a ATQ primaria e o
desenvolvimento da neoplasia foi de 24 anos. Este prazo é
consideravelmente superior ao tempo médio de 6,7 anos>
para o desenvolvimento de sarcomas de partes moles rela-
cionados com implantes ortopédicos.

A carcinogénese induzida por particulas de desgaste e
corrosdo de metais foi investigada in vitro através da exposicao
de fibroblastos a particulas de cobalto e cromo. As particulas
dos metais promoveram a geracdo de espécies reativas de
oxigénio que resultaram em aneuplodia, altera¢des cromosso-
micas, fragmenta¢do mitocondrial e danos a rede de microti-
bulos do citoesqueleto.’ No cenério clinico, apesar dos relatos
sugerindo esta associa¢cdo, o mecanismo através do qual as
particulas de metais induzem a fibrose e estimulam a muta-
génese no tecido periprotético ainda ndo foram estabelecidos.
Em 2015, Sarhadi et al. verificaram anomalias genéticas no
tecido periprotético, incluindo altera¢gdes em genes relaciona-
dos com o desenvolvimento de neoplasias malignas. Além
disso, as anomalias genéticas mostraram associacdo com o
maior periodo de contato do tecido com o implante.'®

No presente relato, apresentamos um caso de associacao
de SPI de alto grau e ATQ realizada ha 24 anos em um homem
de 79 anos de idade submetido a ATQ bilateral. Considerando
que a ATQ é o procedimento padrdo-ouro para o tratamento
da osteoartrite do quadril, realizado mundialmente em
grande escala, a sua associacdo com o desenvolvimento de
uma lesdo maligna é um evento extremamente raro. Con-
tudo, cirurgides ortopédicos e radiologistas devem ser aler-
tados e estar atentos para a possibilidade da associa¢do entre
altera¢des dos tecidos peri-implantares causadas por parti-
culas de debris provenientes da degradacdo de implantes
metalicos e o desenvolvimento de sarcomas em pacientes
com afrouxamento de ATQ. Neste sentido, o diagnostico
precoce e o tratamento cirtrgico imediato podem evitar
uma evolugdo insatisfatéria, com o possivel surgimento de
metastases e um desfecho desfavoravel para o paciente.
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