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Endovascular treatment of spinal dorsal
intradural arteriovenous fistulas

Background: The dorsal spinal intradural arteriovenous fistulas (DSIAF)
are infrequent and complex injuries are underdiagnosed condition and
disability. The aim is to present our experience in the endovascular man-
agement.

Methods: A retrospective and prospective study of patients with DSIAF
treated by endovascular therapy (EVT) with n-butyl-cyanoacrylate during
the period 2007-2013.

Results: 15 patients, 12 men and 3 women, mean age 37 years, were
included. In 12 cases, the presentation was progressive and insidious
over a period between 6 months and one year, while 3 had bleeding. The
lesion in the thoracic location had 73 % of cases, lumbar 20 % and cervi-
cal 7 %. Prior to treatment observed disability grades 5 and 4 in 73 %,
and 67 % had micturition disturbances. Complications grade 3, only one
patient had transient deterioration of alert 6 hours after the procedure.
Improvement to grades 1 and 2 disability at 48 hours, 3 and 6 months,
53 %, 73 % and 87 % respectively was found.

Conclusions: EVT has a short operating time, bleeding volume is very
low and the hospital stay is short compared with other surgical tech-
niques. EVT is a safe and significant effectiveness in treating DSIAF
procedure. This is the first series of cases treated with EVT in Mexico.
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as malformaciones vasculares espinales son

lesiones complejas e infrecuentes que repre-

sentan un grupo heterogéneo de lesiones que
afectan directa o indirectamente a la médula espinal.
Esta comprendido por malformaciones arteriovenosas
y fistulas arteriovenosas durales que a su vez se divi-
den en epidurales e intradurales.!-

Las fistulas arteriovenosas intradurales dorsales
espinales (FAVIDE) llevan al paciente a la discapaci-
dad, ya sea por: hipoxia (fendémeno de robo vascular),
por congestion y compresion (por ectasia e hiperten-
sion venosa) o por hemorragia (infrecuente). Debido
a su historia natural, ominosa para la funcion medular,
las FAVIDE deben ser tratadas. Su tratamiento endo-
vascular ha evolucionado sustancialmente.’

Métodos

Desde noviembre de 2007 hasta octubre de 2010
se revisaron de forma retrospectiva los expedien-
tes y estudios de imagen de pacientes portadores de
FAVIDE que fueron tratados mediante terapia endo-
vascular neurologica (TEN) en el servicio de Neu-
rocirugia del Hospital de Especialidades del Centro
Meédico Nacional La Raza. A partir de noviembre de
2010 a noviembre de 2013 se enrolaron de forma pros-
pectiva a pacientes con caracteristicas iguales, y se
registraron datos como sexo, edad y ocupacion.

Para establecer una evaluacion clinica, todos los
pacientes fueron clasificados en grados mediante las
escalas de afectacion motriz, de la marcha y de la mic-
cién de Aminnofy Logue (cuadros I a IIT).° Se registrd
el tiempo desde el inicio de la evaluacion clinica hasta
el momento del diagnostico.

Los pacientes fueron tratados mediante TEN bajo
sedacion y analgesia. Por via arterial femoral se cate-
terizo la arteria radicular participante en la fistula.
El pediculo arterial fue cateterizado selectivamente
mediante microcatéter de 1.5 F montado sobre una
microguia de 0.008” o 0.007”. Se realiz6 la emboli-
zacion superselectiva con una mezcla de lipiodol con
n-butil-cianoacrilato, desde el pediculo hasta el pie
de la vena. Se registraron las eventualidades o com-
plicaciones derivadas del tratamiento (figura 1). Los
pacientes fueron evaluados 48 horas después del pro-
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Introduccion: las fistulas arteriovenosas intradura- observamos discapacidad de grados 5y 4 en 73 %, Resumen

les dorsales espinales (FAVIDE) son lesiones poco Yy 67 % tenian alteraciones de la miccion de grado 3.

frecuentes y complejas que son subdiagnoésticadas Como complicaciones, solo una paciente tuvo dete-

y condicionan discapacidad. El objetivo es presentar rioro del estado de alerta transitorio 6 horas después

nuestra experiencia en el manejo endovascular. del procedimiento. Se encontré una mejoria hacia los

Métodos: estudio ambispectivo de pacientes con grados 1y 2 de discapacidad, a las 48 horas, 3 y 6

FAVIDE, tratados mediante terapia endovascular (TEV)  meses, de 53 %, 73 % y 87 %, respectivamente.

con n-butil-cianoacrilato en el periodo de 2007 a 2013. Conclusiones: con la TEV se tiene un tiempo qui-

Resultados: se incluyeron 15 pacientes con edad rurgico corto, el volumen de hemorragia es bajo y la

media de 37 afos. En 12 casos la presentacion fue estancia hospitalaria es corta, respecto de otras téc-

progresiva e insidiosa en un lapso de entre 6 meses  nicas quirirgicas. La TEV es un procedimiento seguro

y un ano, mientras que 3 presentaron hemorragia. La y con efectividad significativa en el tratamiento de

lesion tuvo localizacion toracica en 73 % de los casos, FAVIDE. Esta es la primera serie de casos tratados

lumbar en 20 % y cervical en 7 %. Previo al tratamiento  con TEV en México.
cedimiento y se registré el tiempo de estancia hospi- ¢ 2dro | Escala de grado de afectacion motora®
talaria. I'Jos pacientes siguieron un pl'ar} de ﬁs10tera1.)1.a Grado Descripcion n (%)
en .hospltales. que cuentan.c.on .serV101o d.e Rehab'lh- 1 Esbozo de movimiento 7 (47 %)
tacion (Hospital de Rehabilitacion Colonia, Hospital o e
“Dr. Victorio de la Fuente Narvaez” y Hospital de 2 Movimiento posible sin gravedad 3 (20 %)
Traumatologia y Ortopedia Lomas Verdes). 3 Movimiento posible contra gravedad 3 (20 %)

Se evalué a los pacientes 3 y 6 meses después 4 Leve déficit de fuerza 2 (13 %)
mediante la escala de discapacidad para la marcha de 5 Fuerza normal 0

Aminoff'y Logue, y el indice de discapacidad de Barthel.

Resultados

Durante el periodo del estudio se incluyeron 20
pacientes con FAVIDE, 12 en la parte retrospectiva y
8 en la fase prospectiva. De ellos, se excluyeron dos
pacientes por rehusar algin tratamiento invasivo y
solo se trataron 18 pacientes. Quince pacientes fue-
ron manejados mediante TEV, y tres fueron tratados
mediante laminectomia toracica. De 15 pacientes, 12
fueron masculinos (80 %) y 3 femeninos (20 %), la
edad media fue de 37 afios (R: 17-62).

El curso de la FAVIDE fue insidioso y progre-
sivo en 12 casos (80 %) con un promedio de entre
6 meses a 1 afio antes de su diagnoéstico definitivo.
Tres pacientes (20 %) debutaron de forma subita con
hemorragia espinal, condicionando cuadriplejia en
uno y paraplejia en dos. Uno de estos pacientes desa-
rrolld hemorragia subaracnoidea intracraneal com-
plicada con hidrocefalia aguda, lo que confundi6 y
demor¢ el diagnostico etiologico (figura 2).

Los sintomas mas frecuentes fueron las altera-
ciones motoras y sensitivas. Hubo disminucion de la
fuerza en el 100 % de los pacientes con diferentes gra-
dos de afeccion, desde paresia leve hasta paraplejia
en 3 pacientes y cuadriplejia en uno. En 5 pacientes
(33 %) se presento claudicacion de la marcha.

Al analizar a los pacientes con la escala de grado
de afeccion motora de Aminoff y Logue observamos
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que 7 pacientes (47 %) se encontraron en grado 1,y 3
pacientes (20 %) en grado 2, lo que muestra la grave-
dad del dafio motor (cuadro I).

Entre las alteraciones sensitivas se encontro hipoes-
tesia difusa o mal definida. La hipoestesia por debajo
del nivel de afeccion de la lesion vascular estuvo pre-
sente en 14 pacientes (93 %), 1 paciente (7 %) no tuvo
afeccion de la sensibilidad. Se presentd dolor radicular
en 8 casos (53 %).

Los trastornos sexuales caracterizados por disfun-
cion eréctil se presentaron en el 67 % de los varones
(8/12), y los trastornos en la miccién se manifestaron
todos los casos con incontinencia o retencion urinaria.
En la escala de trastornos de la miccion de Aminoff
y Logue observamos que el 67 % se encontraban en
grado 3.

En la evaluacion del grado de afeccion funcio-
nal seglin la escala modificada de discapacidad para
la marcha de Aminoff y Logue, se observd que al
momento del diagnoéstico, el 60 % y el 13 % de los

Cuadro Il Escala de trastorno de la miccion®

Grado Descripcion n (%)
1 Urgencia o frecuencia 1 (7 %)
2 Incontinencia o retencién ocasional 4 (27 %)
3 Incontinencia o retencion frecuente 10 (67 %)
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Cuadro lll Escala modificada de discapacidad para la marcha ©

Grado Descripcion n (%)

Alteracion de la marcha con paresia en extremidad sin restriccion de

1 . 1 (7%)
actividad

2 Actividad restringida 1 (7%)

3 Requiere bastén para caminar 2 (13%)

4 Requiere muletas o dos bastones 2 (13 %)

5 No puede mantenerse en pie. Confinado a cama / silla de ruedas 9 (60 %)

pacientes se encontraron en grados 5 y 4, respectiva-
mente (cuadro II).

A todos los pacientes se les practico resonancia mag-
nética (RM). En los 3 casos de inicio agudo se demostrd
hemorragia. Los hallazgos de mayor importancia fue-
ron engrosamiento medular en 8 casos (53 %), e hiper-
intensidad en secuencia T2 en 9 (60 %). Estos cambios
indican de forma indirecta el sufrimiento medular. Se
observo imagen de tortuosidad vascular en todos los
casos. Una paciente con lesion vascular toracica pre-
sent6, ademas, siringomielia cervical (figura 2).

Se realiz6 angiografia espinal selectiva en todos los
pacientes. El cortocircuito fue toracico en 11 pacientes
(73 %), lumbar en 3 (20 %) y cervical solamente en
un caso (7 %). En 10 casos (67 %) el cortocircuito
estaba integrado por una sola aferente (tipo A) yen 5
(33 %) por dos aferentes (tipo B). En la evaluacion del
drenaje venoso se observo que en 11 casos (73 %) este
era en sentido caudal, mientras que en 3 casos (20 %)
fue en sentidos cefalico y caudal, y exclusivamente
cefalico en un caso (7 %).

Los pacientes fueron tratados mediante TEV con la
inyeccion selectiva de n-butil-cianoacrilato. Los pro-
cedimientos se llevaron sin complicaciones ni even-
tualidades inmediatas, excepto en una paciente quien
presentd deterioro motor y sensitivo grave 6 horas

después del procedimiento (caso 8), por probable
trombosis venosa perimedular secundaria a migracién
inadvertida del material embolizante hacia el drenaje
venoso. Catorce pacientes (93 %) egresaron a las 48
horas del procedimiento, mientras que la paciente
que presentd la complicacion permanecio hospitali-
zada una semana. Evaluamos a los pacientes seglin la
escala de discapacidad para la marcha y de miccion de
Aminnof y Logue a su egreso, a 3 meses y 6 meses.
La evolucion funcional hacia la mejoria fue evidente,
alcanzando grados 1 y 2 en 40 %, 60 %y 70 % a las 48
horas, 3 meses y 6 meses, respectivamente. Los deta-
lles de la evolucion se exponen en las figura 3 y 4. Los
pacientes que se mantuvieron en grado 5 hasta los 6
meses fueron aquel que presento la lesion hemorragica
de localizacion cervical y la paciente de la complica-
cién antes mencionada.

Segtin el indice de Barthel, que evalua el grado de
dependencia de los pacientes, encontramos que a los
6 meses el 73 % de los pacientes son independientes,
mientras que uno (6 %) tuvo una dependencia leve y
20 % una dependencia grave.

El tiempo promedio del procedimiento endovascu-
lar fue de 40 minutos, el volumen promedio de san-
grado fue de 30 ml y la estancia hospitalaria de 3 dias,
debido a cuestiones administrativas intrahospitalarias.

Figura 1 Imdgenes del paciente Mo 4, Cateterismo selectivo de la arteria radicular T2 derecha (flecha en A), El catete-
rismo superselectivo con microcatéter sefiala el sitio del cortocircuito arteriovenoso (flecha punteada en B). 5e realizd
la embolizacién con n-butil clanoactrilato (flecha gruesa en C), El control selective muestra la ausencia de la fistula
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Discusion

Las fistulas arteriovenosas intradurales espinales se
clasifican en dorsales y ventrales, y son entidades
con localizacion anatomica y comportamiento clinico
diferentes.*”

Asimismo, las FAVIDE se componen de una arte-
ria radicular aferente que se comunica anormalmente
con el sistema venoso de la médula espinal en la
manga dural de la raiz nerviosa causando hipertension
venosa.®12 Se clasifican a su vez en tipo A y B, si hay
una o mas de una arteria radicular aferente, respec-
tivamente.!® Representan alrededor del 70 % de las
lesiones vasculares espinales y su incidencia es mayor
en el sexo masculino.’ Se localizan frecuentemente en
la columna torécica y se desconoce su etiologia, pero
se han asociado con afecciones de la columna verte-
bral como infeccion, trauma y cirugia. La evolucion
clinica suele ser progresiva e insidiosa y rara vez san-
gran >12.14.15

En nuestra serie 20 % debutaron con hemorragia.
Los sintomas motores se presentan en casi todos los

9
{

casos. La paresia flacida es casi tan comin como la
espastica. Los sintomas sensitivos estan presentes en
un 69 a 90 % de casos y el dolor afecta a mas de la
mitad de ellos. La RM suele ser el método de diag-
nostico inicial y los hallazgos mas comunes son hiper-
intensidad espinal en T2 y realce a la administracién
con gadolinio en T1.5 El plexo venoso coronal tiene
una caracteristica nodular, con mechones y de aspecto
tortuoso con multiples vacios de sefial, condicionados
por los vasos aferentes y de drenaje. Pueden verse
cambios en la intensidad de sefal en T2 que represen-
tan edema medular debido a la congestion venosa. La
hemorragia subaguda se observa como un aumento de
sefial en las imagenes en T1. La asociacion de siringo-
mielia y una malformacion vascular es rara,! pero la
observamos en una paciente (figura 2).

La angiografia es el estandar de oro® y muestra
un patron caracteristico de bajo flujo, producido por
la arteria radiculomedular aferente que penetra la
duramadre a nivel de cubierta dural de la raiz, y a ese
nivel se forma la fistula que arterializa el plexo venoso

coronal.!7-19
0 SRR
-
-

L4
m a
|
“

Figura 2 La paclente Mo 8 debutd con pérdida sibita del estado de alerta, despertd con cefalea y paraparesia. La
tomografia de craned (A-C) demosird hemorragia subaracneidea (flechas punteadas) con irrupcion ventncular (flechas)
& hidrocefalia. La angiografia cerebral no mostrd ninguna lesion vascular, La resonancia magnéfica de columna dorsal
(D) mosiré una lesion de aspecto vascular entre T4 y T7 ademas de engrosamiento medular con hiperintensidad en T2
La BM de la regitn cervical (E) s evidencld siingomielia, El cateterismo superselectivo de la arteria radicular Té (F)
zquierda mostrd un cortocircuito arteriovenoso el que fue embolizado, El control angiografico mostrd la ausencia del
cortocircuito, Aproximadamente a 6 horas del procedimiento la paciente experiments progresidn hacia la cuadriplejia
La RM mostrd edema de la médula espinal cervical ¥ la TC axial a nivel de C5 (H) mostro n-butil-cianoacrilate en el
canal medular, lo gue nos hizo sospechar de migracidén cefalica inadvertida del agente embaolizante por via del plexo
vanoso coronario. La paciente fue tratada mediante laminectomia urgente y anticoagulacion con farmacos cumarinicos

presentd mejoria sin embargo persistio con la paraplejla
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Figura 3 Evolucion de los pacientes segun la escala funcional de discapacidad para la marcha Aminoff y Logue desde

el ingreso y hasta 6 meses después del tratamiento

El pronostico funcional de las FAVIDE es malo, la
mayoria de pacientes pueden desarrollar marcha an6-
mala al cabo de un afio desde el inicio de los sintomas
y solo 9 % puede deambular sin restricciones a tres
afios, y 50 % presentan un cuadro invalidante.?0!

Antes de decidir el tratamiento, se debe tener
certeza del tipo de lesion, basados en una angiogra-
fia espinal y el adecuado analisis de las imagenes de

12

RM.!'42224 No existe uniformidad en las clasifica-
ciones, y eso hace mas complicado el analisis de la
FAVIDE. La clasificacion propuesta por Spetzler et
al. es la mas adecuada.*>!324 Las FAVIDE pueden
ser tratadas mediante cirugia o TEV. Algunos autores
prefieren tratarlas en primera instancia mediante ciru-
gia, que fue el manejo tradicionalmente aceptado.*!*
Spitteler et al. reportan muy baja morbilidad con 80 %

T O

48 horas

Ingreso

3 meses 6 meses

Figura 4 Evolucion de los pacientes segun la escala de miccion de Aminoff y Logue desde el ingreso y hasta 6 meses

después del tratamiento
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de mejoria, sin embargo en 10 % empeoro6 su condi-
cién clinica 'y en 10 % se mantuvo sin cambios.*

La cirugia es una buena estrategia, sin ser com-
pletamente efectiva, que conlleva la necesidad de
anestesia general, de laminectomia o laminoplastia
de minimo dos o tres niveles, tiempo prolongado de
procedimiento, dolor postoperatorio y riesgo de infec-
cion, ademas de hospitalizaciéon que generalmente
supera las 72 horas.

La embolizacion fue considerada como un comple-
mento o alternativa util a la cirugia,?® sin embargo, en
la actualidad muchos autores la recomiendan como el
tratamiento de primera eleccion.!~26:27

Atn se afirma que el tratamiento endovascular no
es bueno porque el indice de recanalizacion es alto.
Esto se basa en un estudio de 3 pacientes reclutados
en un periodo de 4 afios?® tratados mediante embo-
lizacién, donde todos mostraron recanalizacion del
cortocircuito vascular. Afirmar que la embolizacion es
inadecuada para las FAVIDE de acuerdo a dicho arti-
culo es un error porque: 1) incluye solo tres pacientes
con fistula arteriovenosa, sin definir si son ventrales o
dorsales, y 2) las particulas de polivinil alcohol utili-
zadas para la embolizacion, tienen un elevado indice
de recanalizacion, ademas del riesgo del paso muy
distal al lado venoso del cortocircuito.>27.2%-30

En conclusion, es un estudio sin vigencia por su
definicion inadecuada de FAVIDE, con pocos pacien-
tes y una técnica endovascular fuera del contexto actual.
Ademas, el mismo articulo refiere 13 estudios dispo-
nibles entonces, 157 lesiones vasculares espinales, no
definidas con recanalizacion en 8 %, con material de
embolizacion diverso, como gel de coldgeno, polivinil
alcohol, microbalones, musculo, fragmentos de durama-
dre, iso-butil-cianoacrilato y n-butil-cianoacrilato.3!-#?

Los metaanalisis y las revisiones de la efectividad
del manejo endovascular en las fistulas espinales la
reportan como una técnica segura y efectiva, y desta-
can que la tendencia actual es a considerarla como la
primera linea de tratamiento.>*® Con la aparicién de
microcatéteres con nueva tecnologia y los materiales
embolizantes liquidos, sobre todo el n-butil-cianoacri-
lato, la curacion perdurable se ha reportado entre 70 y
100 %.>23:25:2643-47 Otra causa de recanalizacion es la
mala técnica endovascular. La penetracion del mate-
rial embolizante debe incluir la porcion proximal de la
vena de drenaje (pie de la vena).!>?’ El etilene-vinil-
alcohol (EVOH) es un material embolizante liquido
de uso muy extendido en el mundo por ser de inyec-
cién mas controlable que el n-butil-cianoacrilato, asi
como por su seguridad y efectividad en el manejo
de diversas patologias vasculares intracraneales,
sobretodo en malformaciones arteriovenosas (MAV)
y fistulas.*®4% El EVOH parece ser ideal en el trata-
miento de las FAVIDE, y se ha descrito su efectividad
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en otros tipos de lesiones vasculares espinales,*” sin
embargo se requieren mas estudios para documentar
su utilidad clinica. La presencia de pediculos arteriales
muy pequefios que impidan la cateterizacion superse-
lectiva, aterosclerosis severa de los pediculos o anas-
tomosis con la arteria espinal anterior y/o la arteria de
Adamkiewicz que no puedan ser evitadas, son la limi-
tantes técnicas mas importantes para el manejo endo-
vascular. Estos casos deben ser tratados de primera
intencién mediante manejo quirurgico.’

Son pocos los articulos que reportan complica-
ciones tanto quirirgicas como endovasculares, sin
embargo se puede observar isquemia espinal por
oclusion de arterias normales, sobre todo de la arte-
ria espinal anterior o la arteria de Adamkiewicz.26-3!
En nuestra serie, una paciente presentd deterioro de la
funcion medular debido a trombosis venosa resultante
del paso del material embolizante liquido muy distal
hacia el plexo venoso coronal, complicacion que no ha
sido reportada anteriormente y que probablemente se
hubiera evitado al utilizar un agente embolizante mas
controlable como el EVOH.

Conclusiones

Las malformaciones vasculares espinales son lesiones
infrecuentes aun no bien comprendidas y sin un cri-
terio unificado para clasificarlas. Las FAVIDE deben
ser diagnosticadas lo mas pronto posible por su mal
pronostico funcional. El manejo endovascular asi
como la cirugia son una buena estrategia para su trata-
miento, sin embargo, la embolizacion posee ventajas
sobre la cirugia, tales como la minima invasion, uso de
sedacion, tiempo corto del procedimiento y la ausen-
cia de una laminectomia o laminoplastia extensa que
pudiera condicionar inestabilidad de la columna ver-
tebral a largo plazo y rara posibilidad de infeccion y
permite una rehabilitacion temprana. Por eso la terapia
endovascular podria ser considerada como la primera
eleccion, dejando a la cirugia como una alternativa
terapéutica en estas lesiones. A nuestro conocimiento,
esta es la serie latinoamericana mas grande descrita
y la primera en México que reporta sobre el manejo
endovascular de este tipo de lesion.

Ademas, en esta serie presentamos un caso de
siringomielia y hemorragia subaracnoidea intracra-
neal asociadas a la fistula arteriovenosa espinal, situa-
ciones que son infrecuentes.

Declaracion de conflicto de interés: los autores han
completado y enviado la forma traducida al espafiol de
la declaracion de conflictos potenciales de interés del
Comité Internacional de Editores de Revistas Médicas, y
no fue reportado alguno en relacion con este articulo.
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