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RESUMEN



Introduccion: la osteonecrosis del canal auditivo externo (OCAE) es
una complicacion esquelética infrecuente y poco conocida del
tratamiento con antirresortivos.

Caso clinico: presentamos el caso de una mujer de 57 afios con
osteoporosis, tratada durante cuatro ainos con alendronato, que fue
remitida al otorrinolaringdlogo para la extraccion de un tapén de
cerumen en el oido izquierdo. En la otoscopia se evidenciaron zonas
ulceradas e indoloras en el suelo de ambos conductos auditivos
externos, compatibles con osteonecrosis.

Discusion: a pesar de que la OCAE es una complicacién esquelética
poco comun por el uso de antirresortivos, el desarrollo de sintomas
localizados en el oido debe alertar a los médicos sobre esta rara
entidad clinica, que deben solicitar una valoracién
otorrinolaringolégica que permita realizar un diagndéstico y un

tratamiento precoces.

Palabras clave: Bisfosfonatos. Osteonecrosis del conducto auditivo

externo.

INTRODUCCION

La osteonecrosis de los maxilares (ONM) es una complicacién rara
(1/1500-1/100 000 pacientes y afno), pero bien conocida, en pacientes
tratados con bisfosfonatos orales por osteoporosis (1). Su desarrollo
guarda relacion con el estado de salud bucal, los traumatismos
dentales provocados por la manipulacion dentoalveolar vy
probablemente también por la disminucidén del recambio éseo y el
posible efecto antiangiogénico de los bisfosfonatos. Sin embargo, la
osteonecrosis del conducto auditivo externo (OCAE) es un hallazgo
también muy raro, pero poco conocido, del tratamiento con estos
farmacos (2). En 2017, la Agencia Reguladora de Medicamentos y
Productos Sanitarios (MHRA) del Reino Unido reconocié este trastorno

como una complicacion relacionada con los bisfosfonatos y el



denosumab, pero todavia hay muy poca conciencia o conocimiento
sobre la OCAE entre los profesionales de la salud (3). Por ello,
describimos el caso de una mujer de 57 anos con osteoporosis que
recibié tratamiento durante cuatro afos con alendronato, y que

desarrollé una osteonecrosis bilateral del conducto auditivo externo.

CASO CLIiNICO

Mujer de 57 anos que fue remitida a nuestras consultas por sufrir una
fractura vertebral después de caerse cuando bajaba por unas
escaleras. Fumaba unos 20 cigarrillos al dia y bebia alrededor de 40 g
diarios de alcohol. Tenia antecedentes de asma bronquial desde la
infancia, sindrome adaptativo, menopausia precoz no quirurgica a los
42 afos y fractura traumatica de la meseta tibial y del peroné distal
derechos. En ese momento, se encontraba en tratamiento con
duloxetina, mirtazapina y broncodilatadores inhalados
(beclometasona/formoterol/glicopirronio).

En la exploracién fisica destacaba un IMC de 17,1 kg/m? con una
ligera cifosis dorsal, sin otros datos relevantes. ElI hemograma
completo, la VSG, la bioguimica rutinaria, incluida la calcemia, la
fosfatemia y la magnesemia, el proteinograma, la TSH y el elemental
y el sedimento de orina fueron normales. Los niveles 25-
hidroxivitamina D (25[OH]D) estaban disminuidos (5 ng/ml) y los de
PTH, ligeramente aumentados (66 pg/ml; rango normal [N]: 15-65
pg/ml), mientras que el propéptido amino terminal del procoldgeno de
tipo 1 (P1NP) estaba ligeramente aumentado (90,3 ng/ml; N: 22-60
ng/ml) y el telopéptido carboxiterminal del colageno de tipo 1 (CTX)
se encontraba en el rango alto de la normalidad (0,400 ng/ml; N:
0,132-0,410 ng/ml).

En los estudios de imagen (radiografia dorsolumbar y TC lumbosacra)
se aprecid la existencia de una fractura aguda de L3 (pérdida de
altura del platillo superior inferior al 25 %) y crénica de L1 (pérdida de
altura del 30 %). La densitometria 6sea puso de manifiesto valores

compatibles con osteopenia en la columna lumbar (T-2,0) y cadera



total (T-2,2) y con osteoporosis en cuello femoral (T-2.5), asi como un
indice trabecular éseo degradado (TBS: 1,024). Por ello, se inicié
tratamiento con alendronato y calcifediol, que fue bien tolerado.

Cuatro afios después, fue derivada por su médico de Atencidn
Primaria al Servicio de Otorrinolaringologia para realizar la extraccién
de un tapéon de cerumen en el oido izquierdo. Tras la extraccién de
tapones bilaterales de cera, impactados en el suelo del conducto
auditivo externo (CAE), mediante otomicroscopia se evidenciaron
zonas ulceradas e indoloras en el suelo de ambos CAE, compatibles
con osteonecrosis. Se solicitd una tomografia axial computarizada
(TAC) de pefiascos (Fig. 1) en la que se aprecié un discreto
engrosamiento de las partes blandas en las paredes de ambos CAE,
en los tercios externo y medio, asociado a la presencia de pequenas
erosiones Oseas en la pared anterior y en el suelo de ambos, mas
evidente en el oido izquierdo, compatible con la sospecha clinica de
osteonecrosis de los conductos auditivos externos. La paciente no
habia recibido tratamiento previo con corticoides sistémicos ni
radioterapia local y no presentaba antecedentes de malignidad o
diabetes. Los datos bioquimicos de rutina eran normales. La
concentracion de 25(OH)D habia aumentado (28 ng/ml) y los
marcadores de la remodelacién habian disminuido de forma
significativa (P1NP: 43,8 ng/ml; CTX: 0,198 ng/ml). Se suspendié el
alendronato y se inicié tratamiento con teriparatida. Durante los 2
anos de seguimiento de la paciente, las lesiones no presentaron
progresiéon y la formacién recurrente de tapones de cera en la zona

necroética persistia sin cicatrizar del todo, pero con clara mejoria.

DISCUSION

La osteonecrosis del CAE (OCAE) es una rara complicacion esquelética
gue se ha asociado con el uso de farmacos antirresortivos (2,3). Fue
descrita por primera vez en 2006 por Polizzotto et al. (4) en un
paciente con mieloma multiple tratado con bisfosfonatos

intravenosos. Desde entonces, se han descrito alrededor de 40 casos



en la literatura (3). Se caracteriza por la aparicibn de una zona
ulcerada circunscrita e indolora, sobre todo en el suelo del CAE (2).
Algunos pacientes pueden presentar otorrea, otalgia o infecciones
recidivantes y, en etapas avanzadas, paresia facial, pérdida de
audicion y posible afectacion de la mastoides y de la articulacion
temporomandibular. Es un diagndstico clinico poco conocido entre los
especialistas, incluso entre los de otorrinolaringologia. Ademas, puede
confundirse con otras enfermedades, como el colesteatoma de CAE o
la otitis externa maligna (2). Se han descrito hallazgos clinicos
similares con otros antirresortivos, como el denosumab, y con otros
farmacos, como el sorafenib, el sunitinib o el bevacizumab, por lo que
algunos autores prefieren utilizar el término de osteonecrosis del CAE
relacionada con medicamentos para referirse a esta situacion (3). Al
igual que ocurre con la ONM, la OCAE suele definirse como la
presencia de hueso expuesto en el conducto auditivo durante mas de
8 semanas en ausencia de radioterapia previa local y tras excluir la
existencia de colesteatoma o metastasis (5).

De acuerdo con la literatura, los casos publicados corresponden en su
mayoria a pacientes diagnosticados de osteoporosis (65 %) y con
menor frecuencia, a pacientes con neoplasias malignas (35 %)
sometidos a quimioterapia previa (3). En la revisidn sistematica
publicada por Lépez-Simén et al. (2), la forma mas habitual de
presentacion fue la Ulcera sobreinfectada con exposicion Oésea
unilateral. La afectacién bilateral se dio en alrededor de la tercera
parte de los casos, como sucedid en nuestra paciente. La zona de
aparicién inicial fue el suelo del conducto auditivo. En cuanto a la
sintomatologia acompanante, algo mas de un tercio de los pacientes
acudieron a la consulta por el comienzo o exacerbacién de un tapon
de cera, y los restantes, por otalgia y otorrea crénica. En algunas
ocasiones el paciente puede estar asintomatico o generar con mas
facilidad la creacidn de tapones de cera, como ocurrié en nuestro

caso, en el gue se detectd la lesién tras la extraccion del cerumen.



La etiopatogenia de la enfermedad no estd completamente aclarada,
aunque se piensa que, como sucede en la ONM, intervienen
fendmenos de inflamacién e infeccién locales, asi como la inhibicién
de la remodelaciéon y de la angiogénesis (3,4). Ademds del
tratamiento antirresortivo y antiangiogénico, los glucocorticoides, la
quimioterapia, los pequefios traumatismos provocados con los
bastoncillos de algoddén o los dedos, asi como los tapones de cera,
con formacién de herida en el conducto auditivo externo, pueden
considerarse como factores de riesgo de osteonecrosis. La mayor
parte de los casos ocurrieron en pacientes que habian seguido
tratamiento durante mas de dos afos, y al menos una cuarta parte de
los pacientes presentaba también una ONM (3,6).

Las técnicas de imagen no son en principio imprescindibles para
establecer el diagnédstico. La TAC de hueso temporal es de utilidad
para determinar la extensidn de la lesién, excluir la presencia de
mieloma subyacente y descartar metastasis 6seas. La gammagrafia
0sea con tecnecio-99 puede ser de utilidad, ya que es capaz de
detectar la osteonecrosis subclinica, confirmar el diagndstico de
osteomielitis y distinguirlo de la presencia de lesiones malignas (2).
En los casos en los que se realizd la biopsia de las lesiones, se
observaron cambios dseos necroéticos e inflamatorios locales (7).

Al igual que sucede en la ONM, el tratamiento inicial suele ser
conservador y se basa en la potencial interrupcidon de la medicacién
de riesgo y el tratamiento con corticoides tépicos y antibidticos
tépicos o sistémicos. Los resultados han sido variados y mal definidos:
algunos casos responden bien a la terapia conservadora y otros
necesitan un tratamiento mas extenso, como antibiéticos
intravenosos, desbridamiento o reseccién quirdrgica del hueso
necrético y reconstruccidén posterior. Sin embargo, se han descrito
casos de recurrencia tras el tratamiento quirdrgico, por lo que el
desbridamiento suele estar limitado a la eliminacién de secuestros
0seos y bordes puntiagudos que puedan provocar traumatismo

directo repetido en el conducto auditivo (2,3,7).



En definitiva, la osteonecrosis del CAE es una complicacién muy rara
y poco conocida del tratamiento antirresortivo. El desarrollo de
otorrea, otalgia o pérdida auditiva durante el tratamiento
antirresortivo debe alertar a los médicos sobre esta rara entidad
clinica para que soliciten la valoracidn otorrinolaringoldégica que
pueda facilitar el diagnéstico y el tratamiento tempranos de esta

entidad, evitando la progresion de las lesiones.

Figura 1. Exploracién realizada con Cone Beam (CBCT).

Reconstrucciones en los planos coronal y sagital de ambos conductos
auditivos externos (CAES). Moderada estenosis de ambos conductos
auditivos externos (A: derecho; B: izquierdo) secundaria a tejido
circunferencial de partes blandas (probablemente piel necrética) y en
el seno de este, fragmentacion y secuestros dseos (flechas naranjas)

de la cortical 6sea. Hallazgos mas prominentes en el lado izquierdo.
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