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Resumen

Se presenta el caso de una paciente de 58
afios con historia de dolor crénico, deformida-
des 6seas y anemia ferropénica. Se detectan
hipocalcemia, hipofosfatemia, hiperparatiroi-
dismo y aumento de fosfatasa alcalina con
niveles disminuidos de vitamina D, con diag-
nostico de hiperparatiroidismo secundario y
osteomalacia. Los anticuerpos antiendomisio
y antitransglutaminasas son positivos y se
confirma el diagnéstico de enfermedad celia-
ca con videoendoscopia digestiva alta y biop-
sia. La variedad oligosintomatica es una de
las formas de presentacién de la enfermedad
celiaca; representa junto a la variedad subcli-
nica el 50% de los casos. En esta paciente
se manifiesta con anemia ferropénica y os-
teomalacia en fase avanzada. En los pacien-
tes con celiaquia se observan alteraciones del
metabolismo fosfocalcico y 6éseo. La disminu-
cién de la absorcién de calcio y vitamina D
estimula el desarrollo del hiperparatiroidismo
secundario y por la deficiencia prolongada de
estos nutrientes, puede manifestarse la os-
teomalacia. En el caso reportado, la presen-
tacion clinica es en una fase avanzada con
dolor éseo, deformidades y fracturas, pero

estos hallazgos son parcialmente reversibles
con el tratamiento instaurado. Presentamos
este caso ya que, si bien la enfermedad celia-
ca es comun en la practica clinica, esta forma
de manifestacién es infrecuente, lo que obliga
a aumentar el indice de sospecha para favore-
cer un diagndstico temprano.

Palabras clave: dolor 6seo cronico,
enfermedad celiaca, hiperparatiroidismo,
déficit de vitamina D, osteomalacia.

Summary

OSTEOMALACIA: ATYPICAL PRESENTA-
TION OF CELIAC DISEASE.

The case of a 58 year woman with history
of chronic pain, bone deformity and iron
deficiency anemia, is presented. Hypocalcemia,
hypophosphatemia, hyperparathyroidism and
increased alkaline phosphatase levels with
decreased vitamin D levels are detected.
Endomysial and gliadin antibodies are
present and celiac disease is confirmed by
gastric videoendoscopy and biopsy. The
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oligosymptomatic type is one of the forms
of presentation of celiac disease; which
together with the subclinical presentation
comprise 50% of cases. In this case, anemia
with iron deficiency and advance stage
osteomalacia were the clinical manifestations.
Decreased absorption of calcium and vitamin
D cause secondary hyperparathyroidism and
osteomalacia. In this case, the advanced stage
presents bone pain, deformity, and fractures,
and these findings are partially reversed by
treatment. We report this case due to the
unusual presentation of this common disease
in clinical practice, which requires increasing
the index of clinical suspicion to promote early
diagnosis.

Key words: chronic bone pain, celiac disease,
hyperparathyroidism, vitamin D deficiency,
osteomalacia.

Caso clinico

Se presenta el caso de una mujer de 58
afios, con un cuadro clinico de 4 afios de
evolucién caracterizado por la presencia de

Figura 1. Marcada cifosis dorsal, en una paciente

con osteomalacia por enfermedad celiaca.

dolores 6seos en los cuatro miembros, pa-
rrilla costal y columna dorsolumbar. Ademas
referia deformaciones 6seas indoloras a nivel
supraesternal, cifosis y disminucién de la talla.
Hace dos afios cursé internacion en nuestra
institucion, con diagndstico de anemia ferro-
pénica y sindrome depresivo, asociado a vio-
lencia familiar e indigencia. En dicha ocasion,
por razones sociales y familiares fue derivada
a otra institucién en su ciudad de residencia y
no pudo completar los estudios solicitados. La
paciente pierde el contacto con el sistema de
salud y luego, por la progresiéon del cuadro cli-
nico, consulta nuevamente en nuestro hospital.

Al examen fisico presentaba conjuntivas
palidas, marcada cifosis dorsal, deformidad
Osea a nivel supraesternal y deformidad “en
dorso de tenedor” en mufieca izquierda (Figu-
ras 1y 2). Su marcha era antalgica, y presen-
taba miembros atréficos con genu valgo.

En los estudios complementarios realiza-
dos dos afnos antes de la consulta, se consta-
ta anemia severa (hematocrito 22% y hemog-
lobina 5,2 g/dl).

En los examenes de la internacion actual pre-
senta: hematocrito 35%, hemoglobina 11,2 g/dl,
y los valores de glucemia, funcién renal, hepa-
tograma, albumina plasmatica, eritrosedimenta-
cién y proteina C reactiva en rango normal.

Figura 2. Mufieca izquierda con deformidad “en

dorso de tenedor” en una paciente con osteomala-
cia por enfermedad celiaca.
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En relacién al metabolismo fosfocélcico,
los estudios solicitados dos afios antes mos-
traron: fosfatasa alcalina (FAL) de 769 U/l (VN:
hasta 190 Ul/l), calcemia 6,7 mg/dl y fosfa-
temia 2,4 mg/dl. Actualmente presenta: FAL
250 U/, calcemia 8,1 mg/dl y fosfatemia 2,1 mg/dl,
hormona paratiroidea (PTH) 354 pg/ml (VN: 15 a
65 pg/ml), calcio i6nico 4,21 mg/dl (4,59-
5,29 mg/dl), vitamina D <5 ng/ml. La medicién
de hidroxiprolina en orina es normal (23 mg/24 h).

Se realiza una radiografia de térax que evi-
dencia cifoescoliosis y malformacion a nivel de
parrilla costal; una radiografia de craneo mues-
tra deformidad de la calota craneana y os-
teopenia marcada. En la radiografia de humero
se observa osteopenia difusa y fisuras multi-
ples, simétricas y bilaterales (Figuras 3 y 4).

Con la sospecha de enfermedad celiaca
se solicitan anticuerpos antiendomisio y anti-
transglutaminasas, que resultaron positivos, y
se realiza una videoendoscopia digestiva alta
que evidencia atrofia vellositaria a nivel duo-
denal, cuyas tomas de biopsias confirman el
diagndstico.

Se interpreta el cuadro como una os-
teomalacia secundaria a la malabsorciéon por
enfermedad celiaca. Se inicia tratamiento con
vitamina D y dieta libre de gluten.

Discusién

La presencia de dolor crénico se debe a
multiples causas, y se describen diversos
mecanismos fisiopatoldgicos implicados y el
contexto de variadas interrelaciones de as-
pectos psicolégicos y culturales.™?

Ante un paciente con fracturas, dolores
6seos y reduccion de la densidad mineral
6sea debemos plantearnos como causas pro-
bables la osteoporosis, la enfermedad malig-
na, la enfermedad de Paget, el hiperparatiroi-
dismo y la osteomalacia.

El caso clinico comunicado presenta hi-
pocalcemia y deficiencia severa de vitamina
D. Entre las causas que podrian justificar el
hiperparatiroidismo secundario en este caso,
podemos mencionar malabsorcion de calcio

Figura 3. Cifoescoliosis y deformacién a nivel de
parrilla costal. Radiografia de térax en una paciente
con osteomalacia por enfermedad celiaca.

Figura 4. Osteopenia difusa y fracturas de stress

multiples, simétricas y bilaterales. Radiografia de
humero en una paciente con osteomalacia por en-
fermedad celiaca.

secundaria a enfermedad celiaca y a la defi-
ciencia de vitamina D, e insuficiente ingesta
de calcio de la dieta. Otras causas quedan
alejadas por la clinica y por los hallazgos en
estudios complementarios.

La paciente presenta el antecedente de
anemia ferropénica, la cual también se inter-
preta como manifestacién de enfermedad ce-
liaca. La celiaquia constituye una enteropatia
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crénica que se desarrolla en sujetos genética-
mente predispuestos, consistente en una res-
puesta inmunoldgica anormal a la fraccion de
gliadina del gluten. La forma de presentacién
es muy variable: puede ser clinicamente evi-
dente, subclinica o latente. Mas de un 50% de
los pacientes celiacos adultos no presentan
sintomas intestinales; las mas frecuentes son
las formas oligosintomaticas y subclinicas, lo
que dificulta su diagndstico en el adulto.® Los
pacientes con enfermedad atipica u oligosin-
tomatica solo refieren molestias gastrointes-
tinales menores. Pueden presentar anemia,
defectos en el esmalte dental, osteoporosis,
artritis, aumento de las transaminasas, sinto-
mas neurolégicos e infertilidad. El diagndstico
de celiaquia se establece por la deteccién de
anticuerpos, biopsia por endoscopia digesti-
va con atrofia vellositaria, hiperplasia criptica
y linfocitos atipicos, y respuesta a la dieta libre
de gluten.34

Las manifestaciones clinicas mas frecuen-
tes de la enfermedad celiaca a nivel éseo son
la osteopenia y, en menor grado, la osteopo-
rosis, y pueden ocurrir, aun en ausencia de
sintomas gastrointestinales, hasta en un 40%.
Se adscribe esta pérdida 6sea al hiperparati-
roidismo secundario por deficiencia de calcio
y vitamina D. Se acompafia de un riesgo de
fractura del 43%.5 Por lo general es asinto-
matico y en el laboratorio se observan FAL
elevada e hipocalcemia. En fases avanzadas
aparecen dolores 6seos y deformidades, ma-
nifestaciones clinicas de osteomalacia, como
ilustra el caso reportado. Estas alteraciones
son parcialmente reversibles con la dieta.’

Respecto del déficit de vitamina D, es
oportuno mencionar que existen controver-
sias acerca del nivel 6ptimo de 25-hidroxivi-
tamina D [25(0OH)D]. El Instituto de Medicina
de los Estados Unidos (IOM) sostiene que el
nivel 6ptimo para mantener la masa Osea,
alcanzar una adecuada absorcién intestinal
y prevenir la osteomalacia es de 20 ng/ml.
Por su parte, la comunidad médica interna-
cional especializada en vitamina D conside-

ra que la postura del IOM es conservadora
ya que estudios epidemiolégicos y clinicos
muestran que, para mantener una adecuada
salud 6sea, los niveles de 25(0OH)D deberian
ser superiores a 30 ng/ml.%” Segun cualquie-
ra de las posturas consideradas, la paciente
presenta un déficit severo de vitamina D.

En el caso comunicado se detectan varias
causas que justificarian la deficiencia de vita-
mina D: hipoingesta, falta de exposicion solar
y alteraciones en la absorcién.® Esto provo-
ca, como se menciond, un hiperparatiroidis-
mo secundario con valores de calcio norma-
les o levemente disminuidos, lo que genera
un cuadro de osteomalacia, que se carac-
teriza por un trastorno de la mineralizacién
6sea, disminuida en los sitios de recambio
6seo. Varias entidades causan osteomalacia
a través de mecanismos que provocan hipo-
calcemia, hipofosfatemia o la inhibicién di-
recta del proceso de mineralizacion. En este
caso, el defecto en la accion intestinal de la
vitamina D produce hipocalcemia, lo cual
sumado a la malabsorcién directa del calcio
por la propia enfermedad celiaca conduce
a un hiperparatiroidismo secundario para
mantener la calcemia, que a su vez agrava
la hipofosfatemia. El aumento de PTH suele
asociarse a osteoporosis con pérdida ésea
a predominio cortical, y en menor grado del
hueso trabecular. Si el déficit de vitamina D
es grave, las concentraciones de calcio y
fosforo del liquido extracelular son muy ba-
jas, lo que impide la mineralizacién normal de
la matriz organica del hueso recién formado y
del cartilago de crecimiento. Esto se traduce
en osteomalacia en los sitios de remodela-
cién 6sea en adultos. Generalmente es asin-
tomatica, aunque en ocasiones presenta al-
gunos sintomas: los mas comunes son dolor
6seo silente que se agrava con la actividad
y al cargar peso, localizado en columna in-
ferior, pelvis y miembros inferiores; debilidad
muscular proximal; dificultad para deambu-
lar, subir y bajar escaleras o al levantarse de
una silla sin utilizar los brazos; fracturas tras
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un traumatismo minimo o inexistente (costi-
llas, vértebras, ramas pubianas y huesos lar-
gos) y, en estadios avanzados, deformidades
esqueléticas en pelvis y térax, como las ob-
servadas en el caso comunicado.®1°

En las revisiones retrospectivas de pacien-
tes con osteomalacia nutricional comproba-
da por biopsia, se observaron las siguientes
anomalias de laboratorio: FAL elevada en el
95 al 100%, calcio y fésforo disminuidos del
27 al 38%, bajos niveles de calcio urinario
en 87%, 25(0OH)D <15 ng/ml en 100%, PTH
elevada en el 100% de los casos.'"'2 El caso
reportado presenta hallazgos de laboratorio
compatibles con el cuadro.

A nivel radiolégico, las placas pueden
ser normales o con hallazgos inespecificos.
El hallazgo mas comun es la reduccion de
la densidad esquelética y adelgazamiento
de la cortical. Las manifestaciones clasicas
son las zonas de “looser” o pseudofracturas,
las cuales son lineas radiollcidas con borde
esclerético, por lo comun bilaterales y simé-
tricas, que pueden evolucionar a fracturas
completas. Afectan mas frecuentemente es-
capula, costillas inferiores, ramas pubianas
y cuello femoral.”® En el caso presentando
observamos una afectacién 6sea extensa,
considerando que se arrib6 al diagndstico en
fases muy avanzadas (Figuras 3 y 4).

Existen en la literatura reportes de casos
de osteomalacia secundaria a enfermedad
celiaca; el primero de ellos en 1953 descri-
bia el caso de una nifia con deformidad en
valgo en miembros inferiores.'* Basu y cols.
refieren el caso de una adolescente con re-
tardo del crecimiento y deformidad 6ésea,
asociado a sintomas gastrointestinales, en la
que se sospecha y diagnostica esta asocia-
cion de entidades.® Ravelink y cols. comuni-
caron el caso de una mujer de 29 anos con
osteomalacia, en el contexto de enfermedad
celiaca refractaria, sugiriendo que en pacien-
tes celiacos la osteomalacia debe sospe-

charse ante la presencia de dolores éseos y
debilidad muscular asociados a disminucién
en la concentracién de vitamina D y niveles
elevados de FAL.'® En otros reportes, la clini-
ca a nivel del aparato locomotor se describe
acompafada de otras alteraciones metabo-
licas secundarias a malabsorcién. McNicho-
las y cols. describen el caso de un joven con
dolor y deformidad 6sea, que se presenta
con hipocalcemia sintomatica y coagulopa-
tia."” El desafio diagndstico en el caso que
hemos reportado radica en la ausencia de
sintomatologia digestiva, escasos signos de
malabsorcion y en la rareza de la osteomala-
cia como principal manifestacion de la enfer-
medad celiaca.

Conclusiones

El caso clinico referido constituye una for-
ma de presentacion infrecuente de una pato-
logia comun en la practica clinica como es la
enfermedad celiaca. Estimamos importante
destacar que mas de un 50% de los pacien-
tes celiacos adultos no manifiestan sintomas
intestinales y que son frecuentes las formas
oligosintomaticas y subclinicas que dificultan
su diagnéstico. A su vez, a nivel del meta-
bolismo fosfocalcico se produce una dismi-
nucién de la absorcion de calcio y vitamina
D, lo que provoca un hiperparatiroidismo se-
cundario y osteomalacia en fases avanzadas,
que se manifiestan con dolor éseo crénico,
fracturas y deformidades 6seas.

Es fundamental un elevado indice de sos-
pecha clinica para realizar un diagndstico
temprano, pues la dieta exenta de gluten y el
tratamiento de los déficits nutricionales pre-
vienen las complicaciones a largo plazo.
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