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PALABRAS CLAVE Resumen

Sacroileitis pidégena; Introduccion: La sacroileitis pidgena (SIP) es una entidad infrecuente que representa del 1 al

Agentes atipicos; 2% del total de las infecciones articulares en la edad pediatrica. Su diagnéstico a menudo se

Infeccion complica y retrasa debido a la inespecificidad de sus sintomas, signos y exploracion fisica.

osteoarticular Ademas, la identificacion microbiologica puede resultar dificil debido a la alta proporcion de

pediatrica hemocultivos negativos y los riesgos implicados en la aspiracion de liquido articular en esta
localizacion.
Pacientes y métodos: Revision retrospectiva de las historias clinicas de todos los pacientes
menores de 18 afos ingresados en un hospital infantil terciario con SIP en el periodo 2008-2016.
Resultados: Se identificaron 6 casos de SIP en nifos. Los hemocultivos fueron negativos, y la
identificacion del agente etioldgico requirié aspiracion de liquido sinovial en un paciente con
infeccion por Aggregatibacter aphrophilus y pruebas especificas para la deteccion de agentes
menos frecuentes en los pacientes restantes: Kingella kingae (n=2), Brucella melitensis (n=1)
y Bartonella henselae (n=1). Los pacientes recibieron regimenes de antibioterapia especifica, y
todos presentaron una evolucion favorable y libre de secuelas durante el seguimiento.
Conclusiones: A pesar del reducido tamano muestral, nuestro estudio puso de relieve la baja
efectividad del hemocultivo en el diagnostico de la SIP pediatrica. También evidencio la
necesidad de mantener un elevado indice de sospecha de los agentes atipicos y de emplear
precozmente métodos diagnosticos apropiados, como las pruebas de imagen y la reaccion en
cadena de la polimerasa (PCR) en muestras de sangre, asi como la prescripcion de antibioterapia
efectiva.
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Pyogenic sacroiliitis: Lessons learned from an atypical case series

Abstract

Introduction: Pyogenic sacroiliitis (PSI) is a rare condition that amounts to 1% to 2% of all
joint infections in the paediatric age group. Its diagnosis is often difficult and delayed due to
its nonspecific signs, symptoms and physical findings. Also, the identification of the causative
microorganism is frequently challenging due to a high proportion of negative blood cultures and

Patients and methods: We performed a retrospective review of the health records of all
patients aged less than 18 years admitted to a tertiary children’s hospital due to PSI between

Results: We identified 6 cases of paediatric PSI. The blood cultures were negative, and the
identification of the causative agent required joint fluid aspiration in one patient with infection
by Aggregatibacter aphrophilus, and specific screening tests for less frequent agents in the other
patients: Kingella kingae (n =2), Brucella melitensis (n=1) and Bartonella henselae (n=1). The
patients were treated with specific antimicrobial regimens, and all had favourable clinical

Conclusions: Despite the small sample size, our study evinced the low effectiveness of blood
cultures for diagnosis of paediatric PSI. It also highlights the need for a high level of suspicion
for atypical agents and the early use of adequate diagnostic methods, including imaging and
serological testing or polymerase chain-reaction (PCR) analysis of blood samples, as well as

© 2018 Published by Elsevier Espafia, S.L.U. on behalf of Asociacion Espafola de Pediatria.
This is an open access article under the CC BY-NC-ND license (http://creativecommons.org/
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infection
the risks involved in joint aspiration in this site.
2008 and 2016.
outcomes and were free from sequelae during the follow-up.
prescription of effective antimicrobial therapy.
licenses/by-nc-nd/4.0/).

Introduccion

La sacroileitis piogena (SIP) es una entidad poco comun que
representa del 1 al 2% del total de las infecciones articulares
en la edad pediatrica’“. Su diagndstico puede ser compli-
cado debido a la inespecificidad de sus signos, sintomas y
exploracion fisica, que a menudo se solapan con los de otras
causas de dolor de espalda. Al ingreso, esta entidad no se
sospecha inicialmente en el 50% de los pacientes®, y este
retraso en el diagnostico puede conllevar un aumento de la
morbilidad y de la discapacidad a largo plazo. La SIP suele
cursar con fiebre y cojera, con dolor mal localizado y sin
limitacion de movilidad en la cadera®®. El signo mas sen-
sible es el test de FABER: se produce o intensifica el dolor
en la articulacion sacroiliaca al posicionar la cadera con-
tralateral en flexion (F), abduccion (AB) y rotacion externa
(ER)”. La resonancia magnética (RM) ha mejorado la sensi-
bilidad del diagnoéstico de SIP y actualmente se considera el
patron oro para el diagnostico precoz de la sacroileitis y las
infecciones osteoarticulares en general®®. Los hallazgos de
laboratorio son inespecificos, por lo que aln se consideran
esenciales un resultado positivo de hemocultivo, aspirado de
liquido articular o biopsia para identificar al microorganismo
causal®. Historicamente, el Staphylococcus aureus ha sido el
agente etioldgico identificado con mayor frecuencia®®. No
obstante, se ha objetivado que Kingella kingae es una causa
importante de SIP en nifios de 6 meses a 4 afios de edad®”’.
La identificacion del agente causal es importante, ya que
un régimen antimicrobiano apropiado suele conseguir una
resolucion rapida de los sintomas sin necesidad de recurrir
a procedimientos invasivos.

El objetivo del estudio fue caracterizar el perfil epi-
demiologico, diagndstico y clinico de pacientes con SIP
ingresados en nuestro hospital infantil de tercer nivel.

Pacientes y métodos

Revision retrospectiva de las historias clinicas hospitalarias
de todos los pacientes menores de 18 anos ingresados en
nuestro hospital infantil de tercer nivel en Lisboa, Portu-
gal, con diagnostico de SIP (CIE-9 720.2) entre 2008 y 2016.
También se analizaron factores demograficos y de predispo-
sicion, los signos y sintomas clinicos, los resultados de las
pruebas de laboratorio y de imagen, su evolucion clinica y
secuelas.

Resultados

Se identificaron 6 pacientes. La distribucién por sexo fue uni-
forme, y la edad media fue de 6,3 anos (rango: 13 meses-
14 anos). Tres eran ninos pequenos de 12 a 27 meses de edad,
y los otros 3 ninos eran mayores de 7 anos (rango: 7-14 anos).
Todos habian estado sanos antes del episodio, y la mitad
de ellos refirieron manifestaciones recientes de infeccion
respiratoria de vias altas. Todos los pacientes presentaron
fiebre, cojera y dolor en distintas localizaciones (extremi-
dad inferior, lumbares y fosa iliaca ipsilateral) (tabla 1). Se
habian documentado los resultados del test de FABER en
4 pacientes, todos ellos positivos. Al ingreso, el recuento
leucocitario medio fue de 14.933/ul (rango: 9.500-22.500);
el nivel medio de proteina c reactiva, 99mg/l (rango:


http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/

Tabla 1 Datos epidemiologicos y clinicos; tratamiento y evolucion de pacientes con sacroileitis piogena (enero 2008-agosto 2016)
Caso Ao Edad Sexo Factor pre- Evolucion Sintomas Examen Leucocitos CRP (mg/l)  Microbiologia Pruebas de Absceso  Antibioterapia Secuelas  Seguimiento
disponente hasta el fisico (test (x108/1) y VSG imagen (meses)
ingreso (dias) de FABER) (mm/h)
al ingreso
12010 12 afos \' Contacto 240 Fiebre, dolor + 10.003 3344 HC — Rayos X — No Gentamicina  No 24
con animales de cadera Serologia Gammagra- (7di.v.) +
de granja para fia + RM doxiciclina +
Brucella + rifampicina
melitensis + (16s oral)
2 2011 27 meses M IVRA 10 Fiebre, dolor No 13.400 111 40 HC — Rayos X — No Flucloxacilina No 11
de cadera, TC —RM + (30di.v. +
cojera 21d oral)
32014 14 afhos v No 2 Fiebre, dolor + 9.500 93 11 HC — Rayos X — No Flucloxacilina No 6
de Aspirado TC + RM + +
espalda/cadera/fosa articular clindamicina
iliaca Aggregati- (14di.v.)
bacter -
aphrophilus > Ceftriaxona
+ +
gentamicina
(21di.v.) +
21d levoflo-
xacino
oral
42015 26 meses M IVRA 3 Fiebre, dolor + 17.700 11392 HC — Prueba  Rayos X — Pequeno Flucloxacilina No 11
de cadera, para Kingella RM + (11di.v. +
cojera frotis + 30d oral) +
gentamicina
(7di.v.)
52015 7 afos M IVRA 15 Fiebre, dolor + 16.500 102 47 HC — PCRen Rayos X — No Flucloxacilina No 6
de extremi- sangre y TC — Gam- (7di.v. +3s
dades serologia magrafia oral)
superiores para + clindamicina
e inferiores Bartonella + (7di.v.)
62016 13 meses V No 1,5 Fiebre, dolor No 22.500 139 2 HC — Prueba  Rayos X — No Cefuroxima No 12
de extremi- para Kingella RM + +
dades frotis + clindamicina
inferiores, 8di.v.) +
cojera cefuroxima
(3s oral)

CRP: proteina C reactiva; d: dias; HC: hemocultivo; i.v.: intravenoso; IVRA: infeccion de las vias respiratorias altas; M: mujer; PCR: reaccion en cadena de la polimerasa; RM: resonancia
magnética; s: semanas; TC: tomografia computarizada; V: varon; VSG: velocidad de sedimentacion globular.
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33-139mg/l); y la velocidad de sedimentacion globular
(VSG) media, 39 mm/h (rango, 2-92mm/h). Los resultados
del hemocultivo fueron negativos en todos los pacientes.

La radiografia pélvica fue normal en todos los pacientes.
Se realiz6 tomografia computarizada (TC) en 3 pacientes,
que en uno de ellos revelo6 un secuestro 6seo subcondral en el
tercio inferior de la articulacion sacroiliaca probablemente
debido a un foco osteomielitico subcondral con disrupcion
de la cortical y afectacion articular subsiguiente. Se llevd
a cabo gammagrafia 0sea en 2 pacientes, objetivandose en
ambos un aumento de captacion del trazador en la region
sacroiliaca. Todos los pacientes tuvieron rasgos alterados en
la RM en secuencias T2 y T1 con gadolinio, con areas de
hiperintensidad en la articulacion sacroiliaca y los muascu-
los adyacentes. En un paciente (caso 3), la imagen realzada
con gadolinio también revelé un absceso intraarticular
pequeno.

Al comparar a los ninos menores de 4 anos con los ninos
mayores, observamos que los pequefos presentaron con
mayor frecuencia cojera o problemas con la carga de peso,
se diagnosticaron antes (4,8 vs. 85,7 dias), tuvieron medias
mas altas de recuento leucocitario y de niveles de pro-
teina C reactiva al ingreso, y recibieron tratamientos mas
cortos (42 vs. 65 dias). En el grupo de nifios pequefios, la
reaccion en cadena de la polimerasa (PCR) en muestras oro-
faringeas detectaron K. kingae en 2 pacientes, mientras
que en el tercero no se identifico el agente causal (tabla
1). En el grupo de nifos mayores se identificaron bacte-
rias diferentes en cada caso: Aggregatibacter aphrophilus
(n=1) en cultivo de liquido articular, y Bartonella hense-
lae (n=1) y Brucella melitensis (n=1) mediante analisis
inmunoenzimatico (ELISA). En nifos mayores, se adapta-
ron regimenes de antibioterapia especifica para el agente
involucrado —doxiciclina + rifampicina (16 semanas) para la
brucelosis, y ceftriaxona seguida de levofloxacino (6 sema-
nas) para la infeccion por A. aphrophilus— con base en
las pruebas de sensibilidad. En el caso de B. henselae no
se adapto el tratamiento antibiotico, ya que el paciente
presenté resolucion clinica y radiolégica completa con flu-
cloxacilina + gentamicina. Todos los pacientes tuvieron una
evolucion favorable y libre de secuelas durante el segui-
miento (media: 11,7 meses) (tabla 1).

Discusion

Hemos descrito 6 casos de sacroileitis, correspondiendo a
0,67 casos por ano. Esta incidencia es comparable a la des-
crita en una serie mas amplia publicada por Donzelli et al.,
quienes reportaron 16 casos en una revision de un periodo
de 25 anos (0,64 casos/ano). Otro hallazgo consistente con
su serie fue la distribucion bifasica de edad observada en
nuestro estudio, con 3 nifos de menos de 4 anos y 3 ninos
de 7-14 afhos de edad.

Dada la inespecificidad de la presentacion clinica y los
hallazgos de laboratorio en la SIP, es importante mante-
ner un indice elevado de sospecha para este diagnostico.
Con frecuencia, las pruebas especificas para la articula-
cion sacroiliaca son positivas’“, pero se emplean de manera
poco consistente en la exploracion fisica debido al bajo
indice de sospecha’. Una mayor concienciacion de la impor-
tancia de esta prueba en la evaluacion sistematica del

dolor de espalda, especialmente en niflos mayores, podria
contribuir a un diagndstico mas temprano. Por otro lado,
en niflos muy pequefos la evaluacion clinica es particu-
larmente complicada y el test de FABER casi nunca se
puede realizar, y la cojera y el dolor al cargar peso son los
sintomas inespecificos referidos mas frecuentemente’. Sin
embargo, en nuestra serie el test de FABER fue positivo en
los 4 casos en los que se llevo a cabo, incluyendo 2 nifos
pequenos.

La creciente accesibilidad de la RM en los Gltimos afos
ha mejorado el proceso diagnéstico, reportandose una sen-
sibilidad del 95% y una especificidad del 100%'. Esta técnica
permite un diagndstico mas precoz sin exponer al paciente
a radiacion, ademas de ofrecer una buena visualizacion de
la compleja anatomia de la articulacion sacroiliaca y poder
detectar la presencia de liquido en la articulacion sacroi-
liaca, edema de la médula 6sea, abscesos en tejidos blandos
y afectacion espinal’. La gammagrafia dsea es menos sen-
sible, especialmente si se realiza al inicio del cuadro, y no
puede detectar abscesos locales®% 0,

La realizacion de pruebas especificas para agentes menos
frecuentes fue crucial en la identificacion del microor-
ganismo causal. La dependencia en el hemocultivo para
identificar el agente etioldgico se ha cuestionado amplia-
mente en la literatura, ya que las tasas de positividad oscilan
entre el 27 y el 50%>*%", Como alternativa, se puede
contemplar el cultivo de muestras de aspirado de liquido
articular, pero su bajo rendimiento diagnostico y los riesgos
asociados con la cirugia y la anestesia descartan su indi-
cacion, especialmente en nifios pequefos>®. En efecto, en
nuestra serie todos los hemocultivos fueron negativos, y no
se aislé S. aureus de ninguna de las muestras, a pesar de
ser el agente etiologico reportado con mayor frecuencia en
todas las demas series>“, asi como en nuestro hospital en
relacion con otras infecciones osteoarticulares. Sorprenden-
temente, en el caso 3 se aislo A. aphrophilus del liquido
sinovial. A nuestro conocer, solo hay otro caso publicado
de sacroileitis causada por esta bacteria, que se dio en
un paciente adulto''. El régimen optimo de antibioterapia
para este agente etioldgico no se ha establecido, aunque
teniendo en cuenta los datos de sensibilidad a antimicrobia-
nos, nuestro paciente fue tratado con ceftriaxona por via
intravenosa seguida de levofloxacino oral, con mejoria de la
clinica.

K. kingae ha emergido como un agente comun en las
infecciones osteoarticulares en nifios menores de 4 afios’.
Las pruebas especificas de PCR en muestras orofaringeas se
consideran un método fiable para la detecciéon de K. kin-
gae en las infecciones osteoarticulares, particularmente en
casos en los que no se puede realizar aspiracion de liquido
sinovial. Aunque no pudimos descartar la posibilidad de una
mera colonizacion, cabe asumir que este fue el agente etio-
légico de la SIP.

La sacroileitis es la forma predominante de afeccion
o6sea en la brucelosis, con una incidencia de entre el 4,8 y
48,7% en la poblacion pediatrica' 3. Su diagnodstico es dificil
debido a la inespecificidad de su clinica y la baja sensibilidad
del hemocultivo, especialmente en presentaciones subagu-
das y cronicas, con una tasa de positividad global que oscila
entre el 15y el 70% a pesar del uso de distintas técnicas
especialmente refinadas para su diagnéstico'* "¢, Ademas,



46

J. Arcangelo et al.

las pruebas serologicas para la brucelosis y las pruebas espe-
cificas de PCR desarrolladas recientemente han mejorado
la sensibilidad del diagnostico'. Aunque actualmente esta
infeccidon es menos comln en Portugal'’, hay que tenerla en
consideracion, especialmente en areas rurales, donde hay
contacto con ovejas en la agricultura, y en casos con evo-
lucion torpida. Segln la mayoria de las guias publicadas, el
tratamiento con doxiciclina + rifampicina con gentamicina es
efectivo'®"?,

Se ha demostrado que B. henselae puede ser un agente
etiolégico de la osteomielitis?®?'. En estos casos, lo usual
es que el hemocultivo y el cultivo de biopsia de hueso
sean negativos, por lo que el diagnostico requiere técni-
cas moleculares de amplificacion o de serologia, tales como
la inmunofluorescencia indirecta (IFl) y el enzimoinmunoa-
nalisis (ELISA), que se emplean para detectar anticuerpos
frente a B. henselae en sangre’®. La seroconversion con-
firma la infeccion, como fue el caso en nuestro paciente.
No obstante, para cuando se confirmé la infeccion por
Bartonella, nuestro paciente ya estaba asintomatico, y el
tratamiento antibidtico no se modificd. Aunque el trata-
miento antibidtico recomendado en casos de infecciones
osteoarticulares asociadas a Bartonella es la politerapia
con doxiciclina + rifampicina o cotrimoxazol, es posible
que el tratamiento con gentamicina contribuyera a esta
mejoria?>23,

Conclusion

No obstante el reducido tamano muestral de nuestro estu-
dio, nuestros hallazgos ponen de relieve el bajo rendimiento
del hemocultivo para el diagndstico de la SIP pediatrica.
En consecuencia, resaltan también la necesidad de mante-
ner un alto indice de sospecha para agentes atipicos y del
uso precoz de métodos diagnosticos apropiados, incluyendo
pruebas de imagen, serologia y PCR en muestras de san-
gre, asi como de antibioterapia efectiva. Todo esto parece
especialmente importante en nifios mayores, en los cua-
les se observd un curso mas inespecifico e indolente que
resulté en un retraso diagndstico mayor y un tratamiento
mas prolongado.
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