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La osteomielitis cronica multifocal recurrente es una en-
tidad rara, de etiologia desconocida, caracterizada por una
afectacion 6sea multifocal y un curso clinico con exacer-
baciones y remisiones. Se presenta el caso de un nifio de
10 afios con una osteomielitis cronica multifocal recurren-
te que mejoro con tratamiento con naproxeno.
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CHRONIC RECURRENT MULTIFOCAL
OSTEOMYELITIS

Chronic recurrent multifocal osteomyelitis is a rare di-
sorder of unknown etiology, characterized by multiple
bone lesions and a variable clinical course. We present a
10-year-old boy with chronic recurrent multifocal osteom-
yelitis who improved after treatment with naproxen.
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INTRODUCCION

La osteomielitis cronica multifocal recurrente es una
forma muy poco frecuente de osteomielitis, de etiologia
no aclarada, caracterizada por una afectacion multifocal y
un curso clinico con exacerbaciones y remisiones que
no se modifica con el empleo de antibidticos' 2. Se ha
descrito asociada a psoriasis y pustulosis palmoplantar3.
Se presenta con mas frecuencia a nifios y adultos jovenes,
con una mayor incidencia en el sexo femenino®4. El tra-
tamiento se basa en el empleo de antiinflamatorios no es-
teroides (AINE)?*.

OBSERVACION CLINICA

Se trataba de un nino de 10 anos que ingresé por un
cuadro de 2-3 dias de evolucion de febricula, cansancio
y dolor en cadera derecha. Dos meses antes habia co-

Correspondencia: Dr. M. Marrero Calvo.

menzado con dolor en antepié y tobillo izquierdos, im-
potencia funcional y lumbalgia. Referfa un traumatismo
leve en tobillo los dias previos al ingreso. Entre sus ante-
cedentes personales habia sido diagnosticado de asma
con sensibilizacién cutdnea a Dermatophagoides.

En la exploracion fisica presentaba buen estado general
y discreta palidez cutidnea. Se apreciaba una ligera esco-
liosis lumbar, con dolor intenso a la palpacion, flexion,
extension y rotacion del tobillo izquierdo, que se encon-
traba ligeramente tumefacto. La palpacion sacrococcigea
era muy dolorosa, con limitacion en la flexoextension de
la columna vertebral. El resto de la exploracion fue nor-
mal, con peso de 31 kg (P5), talla 142 cm (P55), tempe-
ratura 37,5 °C y presion arterial de 120/70 mmHg,.

El hemograma mostr6 leucocitos 8.300/wl (38 % linfoci-
tos, 55% segmentados, 4% eosindfilos y 3% monocitos);
hemoglobina, 13 g/dl; hematocrito, 35 %, y plaquetas,
452.000/pl. Velocidad de sedimentacion globular en la
primera hora (VSG), 63 mm. Proteina C reactiva (PCR),
12,8. Bioquimica general, enzimas hepaticas, coagula-
cién, ionograma, colesterol, triglicéridos e inmunoglobu-
linas, normales. Hemocultivo, urocultivo y Mantoux fue-
ron negativos. Serologia de Brucella, Salmonella typhiy
paratyphi fue negativa. Ecografia abdominal, normal. La
radiografia de tobillos mostré una lesion litica con reac-
cion esclerdtica en el tercio distal de la tibia izquierda que
limitaba con el cartilago de crecimiento (fig. 1). En la to-
mografia computarizada (TC) se aprecio una lesion litica
en metafisis tibial de 1,5 X 1 ¢m, con borde de esclerosis
y posible rotura de la cortical (fig. 2). La resonancia mag-
nética (RM) no evidencio extension extradsea; a nivel de
la quinta vértebra sacra se detecté una lesion hipointen-
sa en T1 e hiperintensa en T2 que afectaba también a la
cadera. La gammagrafia 6sea con tecnecio 99 (*?Tc) mos-
tré un aumento de captacién en region metafisaria y su-
prametafisaria de tibia izquierda, cadera y region dere-
cha de sacro. El estudio anatomopatolégico de los tejidos
biopsiados en tobillo y sacro revelé cambios reactivos
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Figura 1. Radiografia simple mostrando lesion litica en
tercio inferior de tibia izquierda.

Figura 2. Tomografia computarizada con lesion en metd-
fisis tibial.

con areas de neoformacioén ésea y rodete osteoblastico,
apareciendo tejido de granulacién con proliferacion de
células de aspecto fibroblastico, entremezcladas con va-
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sos y con areas de un infiltrado inflamatorio de tipo mix-
to, observandose abundantes linfocitos y células plas-
mdticas con neutréfilos y ocasionales eosin6filos. Existia
algin histiocito aislado, sin evidenciarse células de Lan-
gerhans. Con técnica de S-100 las células histiocitarias re-
sultaron negativas. Con técnica de PAS no se evidencio
presencia de hongos y tampoco se reconocieron granulo-
mas tuberculoides. No se encontraron signos histologi-
cos de malignidad. El cultivo microbiolégico del tejido
6seo biopsiado fue negativo para bacterias aerobias,
anaerobias y micobacterias.

Fue tratado con cefotaxima y cloxacilina, reposo, anti-
térmicos y analgésicos durante un mes, con mejoria cli-
nica progresiva, persistiendo la VSG elevada en el mo-
mento del alta.

Catorce meses después, el paciente reingreso por dolor
en region sacra, sin fiebre asociada. Durante este tiempo
habia permanecido practicamente asintomatico, salvo al-
gun episodio de molestias en el pie izquierdo que habia
cedido con analgésicos. La exploracion fue normal ex-
cepto un dolor intenso a la palpacién en el sacro y a la
flexion de la columna vertebral. Las determinaciones ana-
liticas (hemograma, bioquimica, reactantes de fase aguda
y serologia) fue similar a la del primer ingreso. La gam-
magrafia 6sea con 9°Tc mostré una hipercaptacion en la
tercera y cuarta vértebra sacra. La gammagrafia con galio
67 (“’Ga) mostr6 la misma alteracion. En la RM se apre-
ciaban alteraciones de la senal en las vértebras sacras ter-
cera, cuarta y quinta, que aparecian hipointensas en T1 e
hiperintensas en T2 (fig. 3). Ante la sospecha de osteo-
mielitis cronica multifocal recurrente, se inicié tratamiento
con naproxeno, mejorando de forma progresiva el cua-
dro clinico. A los 14 dias del ingreso presentaba normali-
dad clinica, persistiendo en el andlisis una elevacion de la
VSG (46 mm/h).

DiscusiON

La osteomielitis multifocal crénica recurrente es una
rara entidad clinicopatoldgica caracterizada por lesiones
6seas recurrentes que clinicamente recuerdan a la osteo-
mielitis infecciosa, diferenciandose de ésta por su caracter
multifocal y recurrente, y por no estar relacionada con un
agente infeccioso. Hasta 1997 se habian publicado 200 ca-
s0s, la mayoria de ellos en nifos y adolescentes! 2,

La edad media de aparicién oscila en torno a los 8 afos.
En cuanto al sexo predomina 2:1 en las nifias>4. La aso-
ciacion esporadica con pustulosis palmoplantar, psoriasis
vulgar y la mejoria ocasional con corticoides apuntan ha-
cia un mecanismo inmunolégico que no ha podido de-
mostrarse®>. Otras enfermedades con las que se ha rela-
cionado con menos frecuencia han sido la enfermedad
inflamatoria intestinal, la enfermedad de Kawasaki, el sin-
drome de Sweet y la acné fulminante!®. En cuanto a la
etiologia infecciosa, el germen mas involucrado es Myco-
plasma bhominis, aunque en muchos pacientes, como
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nuestro caso, la serologia y el cultivo de las lesiones para
este germen fueron negativos*®,

Clinicamente, se manifiesta por la aparicion de manera
recurrente e insidiosa de sintomas locales 6seos, en forma
de tumefaccion, dolor e impotencia funcional, acompana-
dos o no de sintomas generales y fiebre!7. En los periodos
intercriticos, estos pacientes se encuentran asintomaticos,
aunque se han descrito exacerbaciones con cambios cli-
maticos®. Al igual que ocurre en nuestro paciente, hay ca-
sOs que se inician tras traumatismos accidentales, aunque
por lo general no existe este antecedente’.

En las pruebas analiticas, es caracteristica la elevacion
de los reactantes de fase aguda (sobre todo de la VSG) y
hemocultivo negativo, siendo infrecuente la aparicion de
leucocitosis o leucopenia®7’. En nuestro caso destaca la
persistente elevacion de la VSG pese a la normalizacion
clinica progresiva. La PCR, sin embargo, se normaliz6
durante el ingreso. En ninguno de los controles realiza-
dos hubo alteraciones de la serie blanca.

Por regla general, la mayoria de los pacientes en el mo-
mento del diagndstico presentan mis de una lesion 6sea®.
La afectacion mds frecuente es la metafisis de los huesos
largos y clavicula’!2. También es caracteristica la afecta-
cion de la columna vertebral, la articulacion sacroiliaca y
el calcaneo. El inicio de nuestro paciente ocurre con le-
siones en el tercio distal de la metafisis tibial izquierda,
quinta vértebra sacra y cadera.

Radiologicamente, cuando el intervalo entre el inicio de
los sintomas y la realizacion de la radiografia es menor
de 3 semanas, aparece una lesion osteolitica sin margen de
esclerosis. Sin embargo, cuando es superior a las 3 sema-
nas, suele demostrarse algtin grado de esclerosis®!!, La
gammagrafia constituye una exploracion necesaria, ya
que detecta las lesiones asintomaticas y aquellas que la
radiologia no pone de manifiesto (24 %)°. El incremento
de la actividad detectada por la gammagrafia puede evo-
lucionar a la resolucién absoluta o a una disminucién de
la actividad sin llegar a desaparecer totalmente®. Alrede-
dor del 30% de las lesiones demostradas radiol6gicamen-
te retornan a la normalidad tras una fase de esclerosis®.

El diagnéstico de la osteomielitis multifocal crénica re-
currente se realiza por exclusion, siendo fundamental la
realizacion de una biopsia 6seat’. Los hallazgos histolo-
gicos varfan dependiendo de la duracion de las lesiones,
pudiendo aparecer en una misma lesion zonas compati-
bles con osteomielitis aguda, subaguda o crénica. Es una
condicion indispensable para el diagnéstico, que el culti-
vo de estas lesiones para bacterias aerobias y anaerobias,
hongos y micobacterias sea negativo’.

El diagnéstico diferencial debe incluir la osteomielitis
bacteriana, la histiocitosis X, la leucemia, el rabdomiosar-
coma, el osteoma osteoide y las metdstasis 6seas del neu-
roblastoma>”-12. Todos estos diagnosticos se excluyeron
en nuestro paciente por las exploraciones complementa-
rias realizadas.

Figura 3. Resonancia magnética que muestra lesiones en
las iltimas vertebras sacras.

La aparicion de recidivas locales es la norma. Estas re-
caidas se presentan con sintomas locales en el mismo si-
tio o en zonas distintas a la lesion primitiva, y se acom-
pafian de alteraciones radiogrificas y/o gammagrificas®.
En nuestro caso, el aumento gammagrafico de actividad
en la recaida se detectaba no sélo en la quinta vértebra
sacra, sino también en la tercera y cuarta, zonas no afec-
tadas en el momento del inicio de la enfermedad, exis-
tiendo una ausencia de actividad a nivel de la lesion pri-
mitiva de la metéfisis distal de la tibia.

El tiempo de duracion de la enfermedad es muy varia-
ble, pero en general oscila en torno a los 6 afios’.

A pesar de haberse considerado una enfermedad relati-
vamente benigna por su tendencia a la resolucién espon-
tinea con el tiempo, hoy esta afirmacion se pone en
duda, dado que la extension de la lesion a la epifisis pue-
de llevar a una fusién prematura del cartilago de cre-
cimiento, y la esclerosis y expansién alrededor de la
articulacion pueden predisponer al desarrollo de enfer-
medades articulares degenerativas o deformidades dseas
que limiten la movilidad articular>!2,
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Los antibiéticos han demostrado ser ineficaces en el
curso de la enfermedad” 2. La evolucién favorable de
nuestro paciente en el primer ingreso recibiendo trata-
miento antibidtico, se puede explicar por la tendencia na-
tural de la enfermedad a la resolucién espontinea du-
rante las crisis agudas. La utilidad de los corticoides es
controvertida, con una respuesta variable dependiendo
de las series revisadas’'2. Actualmente, el tratamiento con
AINE se considera la terapéutica de eleccion, si bien no
existe experiencia sobre la conveniencia de mantener es-
tos firmacos de manera profilactica tras el episodio agu-
do??. El empleo del interferén gamma por su efecto in-
munomodulador, puede constituir una alternativa eficaz
en estos pacientes!.
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