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RESUMEN

Introduccion: En 1860 Henry Van Carter introdujo la definicion del micetoma y desde
1884 se reportan los primeros casos en Africa (Sudan, Senegal). Estas infecciones afectan
la piel, el tejido celular subcutaneo y, en ocasiones, los musculos, los huesos, y pueden
diseminarse por la cavidad toracica, la abdominal, y por otras regiones del cuerpo.
Objetivo: Presentar un caso de micetoma por Nocardia asteroides con evolucion
desfavorable y tratamiento.

Presentacion del caso: Paciente masculino de 47 afios de edad que sufrié hace 18 afios
un trauma en la rodilla izquierda con herida avulsiva y evolucion desfavorable por
infeccion. Diez afios después present6 en el mismo sitio maltiples lesiones fistulosas con
drenaje activo, secrecion serohematica escasa y no fétida. En varias ocasiones fue llevado
al salon de operaciones para realizarle debridamientos quirurgicos y toillete y recibio
multiples tratamientos antibioticos y antifungicos. Se concluyd el caso como un micetoma
y se aislo una Nocardia asteroides. El paciente estuvo en desacuerdo con la amputacion
de la extremidad como tratamiento quirdrgico definitivo. Llegd a nuestro centro en

octubre del 2020 con mal estado general y extension severa del proceso infeccioso en
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toda la extremidad. Se planifico una hemipelvectomia como tratamiento definitivo, pero
desafortunadamente el paciente fallecié antes, debido a complicaciones generales.
Conclusiones: Ante la aparicion del micetoma es importante definir el alcance de la
infeccion para determinar el tipo de tratamiento a utilizar, ya que bien empleado y de
forma oportuna, puede salvar la vida al paciente sin dejar graves secuelas.

Palabras clave: infeccién por Nocardia asteroides; micetoma en miembro inferior;

actinomicetoma.

ABSTRACT

Introduction: In 1860, Henry Van Carter introduced the definition of mycetoma and
since 1884 the first cases have been reported in Africa (Sudan, Senegal). These infections
affect the skin, the subcutaneous cellular tissue and, sometimes, the muscles, the bones,
and it can spread throughout the thoracic cavity, the abdominal cavity, and other regions
of the body.

Obijective: To report a case of mycetoma due to nocardia asteroides with unfavorable
evolution and treatment.

Case report: We report the case of a 47-year-old male patient who suffered a left knee
trauma 18 years ago with an avulsive wound and unfavorable evolution due to infection.
Ten years later, he presented, in the same site, multiple fistulous lesions with active
drainage, scant serohematic, non-fetid secretion. On several occasions he was taken to
the operating room for surgical debridement and toilette and he received multiple
antibiotic and antifungal treatments. The case was concluded as a mycetoma. Nocardia
asteroides was isolated. The patient disagreed with limb amputation as definitive surgical
treatment. He came to our treatment center in October 2020 with poor general condition
and severe extension of the infectious process throughout the limb. A hemipelvectomy
was planned as definitive treatment, but unfortunately the patient deceased before due to
general complications.

Conclusions: Before the appearance of mycetoma, it is important to define the extent of
the infection to determine the type of treatment to use, since it can save the patient's life
if properly used and in a timely manner without leaving serious sequelae.

Keywords: Nocardia asteroides infection; lower limb mycetoma; actinomycetoma.
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Introduccion

El micetoma fue descrito en los libros védicos Atharva Veda de la India como
“Padvalmicum”, hormigueo del pie; o también como “Kiri Nagra”. En Sudan, Africa del
norte se le denomina “Nebit”. En 1714 misioneros franceses en Pondicherry, India, lo
describieron como “Foumiliere desvers”, en 1814 Gill, en Madura, India lo describié en
su aspecto clinico. En 1846, Coolebrook lo denomina como “Pie de Madura”, ese mismo
afio Godfrey observa la presencia de “granos negros” y la denomina Morbus tuberculosis
pedis. En 1860 Henry van Carter introduce la definicion del Micetoma (del griego Mycos:
hongo), y en 1874 describe los “granos negros” y los “granos blancos” presentes en la
enfermedad. Entre 1884 y 1899 se reportaron los primeros casos en Africa (Sudan,
Senegal). En América Latina, en Venezuela, Rangel en 1909 describe el primer caso de
Actinomicetoma y Pino-Pou, en 1917 describe el primer caso de Eumicetoma. Cicero en
1912, describe el primer caso de Micetoma en México y en 1917 Linhares describe el
primero en el Brasil.(Y

En 1987, durante el Il Simposio Internacional de Micetomas, se establecio el concepto de
micetoma: infeccidn cronica de la piel y de los tejidos subyacentes con tendencia a afectar
los huesos. Se caracteriza por un aumento de volumen relativamente indoloro y fistulas a
través de las cuales se eliminan pus y granos constituidos por filamentos.? Se da
principalmente en climas tropicales y subtropicales y localizado entre las latitudes 15°
Sur y 30° Norte (denominado como “cinturén geografico del micetoma™) y caracterizado
por abundantes precipitaciones y temperatura ambiental media por encima de los
24,9°C.) Dentro de los paises con mayor cantidad de reportes de micetomas figuran:
Argentina, México, Venezuela, Brasil, Colombia, Senegal, Nigeria, Sudan, Somalia,
Rumania, India, Arabia Saudita y Yemén. Con poca frecuencia son reportados casos de
micetoma fuera de esta zona geografica.3 Es en la region de Sudan en el norte de Africa

donde se reporta el mayor nimero de casos.®
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La enfermedad se ha observado en nifios de 3 afios de edad y en individuos de 80 afios,
pero predomina en la segunda década de la vida. Es mas comin en hombres que en
mujeres en proporcion de 2:1, y predomina en individuos expuestos al medio ambiente
por actividades al aire libre, como agricultores, pastores y cazadores. Sin embargo,
también se puede observar en personas que trabajan en ciudades, victimas de accidentes
de transito o viajeros a zonas endémicas y afecta principalmente a los miembros
inferiores.(12345)

Estas infecciones involucran la piel, el tejido celular subcutaneo y, en ocasiones, los
masculos, los huesos, y pueden diseminarse -en dependencia de su localizacion- por la
cavidad torécica, la abdominal o por otras regiones del cuerpo. Estas infecciones, de
manera ocasional, pueden llegar a ser fatales.) Lavalle PA® clasifica los procesos
fistulosos de acuerdo con la presencia y tipo de grano, tipo de organismo causal y modo
de inoculacion, en tres clases: micetomas, paramicetomas y pseudomicetomas.

El objetivo de este trabajo fue presentar un caso con una evolucion desfavorable por

infeccidn insidiosa.

Presentacion del caso

Se presenta un paciente masculino de 47 afios quien en una zona suburbana sufrié hace
18 afios un trauma en la rodilla izquierda con herida avulsiva en la cara anterior. Presento
una evolucion torpida por retardo en el proceso de cicatrizacion y un aumento de volumen
residual en la rodilla.

Diez afios después de este episodio comenzo a presentar en la cara anterior de la rodilla
maltiples lesiones fistulosas con drenaje activo, secrecion serohematica escasa y no
fétida, con multiples eventos de aparicion y aparente cura con los tratamientos médicos
realizados. Dada la evolucion insidiosa, con resistencia al tratamiento y recidiva de las
lesiones fue ingresado entre 2016-2017 en maltiples ocasiones en nuestro centro (Fig. 1).
Se le indico tratamiento con varios antibidticos y antifungicos (meronem, vancomicina,
amikacina, piperazilina-tazobactam, clindamicina, fluconazol, itraconazol). Fue llevado
en reiteradas ocasiones al salon de operaciones para realizarle debridamientos quirurgicos
y toillete con soluciones antisépticas. Por su evolucién se plante6 un diagnostico clinico

presuntivo de micetoma, pero no se logré aislar ningun germen causal, por lo que la

Esta obra esta bajo una licencia https://creativecommons.org/licenses/by-nc/4.0/deed.es ES




€CIMED Revista Cubana de Ortopedia y Traumatologia. 2022;36(2):e534

I EDITORIAL CIENCIAS MEDICAS

biopsia realizada no fue concluyente. En ese momento presenté una mejoria clinica y fue

egresado.

Fig. 1 - Se observan las multiples lesiones fistulosas con drenaje serohematico activo en la cara

anterior de la rodilla con aumento de volumen moderado.

En el afio 2018 presentd nuevamente aumento de volumen de la rodilla izquierda,
multiples lesiones nodulares, de diferentes tamarios, aspecto granulomatoso y drenaje de
secrecion color amarillo—verdoso, eritema y aumento de la temperatura local, dolor a la
movilizacidn activa y pasiva con impotencia funcional, pequefias adenopatias inguinales
a predominio del lado izquierdo, de consistencia fibroelastica, méviles e indoloras.

Es ingresado en el Instituto de Medicina Tropical “Pedro Kouri” (IPK) donde se le realiz6

el siguiente estudio:

e Marcadores para virus B y C: Negativos.
e Serologia HIV: Negativo.
e Serologia VDRL: Negativo.

e Reaccion en Cadena de la Polimerasa para virus (Citomegalovirus, EBV, VVZ,

HH6, VHS) con muestras sanguineas y en orina: Negativos.
e Estudios para detectar Brucela: Negativos.

o Radiografias de rodilla izquierda: No lesion 6sea.

) ev-rc |
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e Ultrasonido abdominal y de cadenas ganglionares: No hepatomegalia,
esplenomegalia de 52,9 x 164,4. Resto sin alteraciones. No adenopatias

intrabdominales.

e Cultivos micologicos y BAAR del exudado: Negativos.

Se concluye el caso como un micetoma y se aislé una nocardia asteroides. El paciente fue
tratado segun las recomendaciones internacionales con: cotrimoxazol, amikacina,
clindamicina e itraconazol. Posterior al tratamiento, en las primeras semanas se refiere
una ligera mejoria con disminucién del aumento de volumen y normalizacién de la
temperatura local, tendencia a la cicatrizacion de las lesiones y eliminacién de las
secreciones.

En el afio 2019 present6 otro episodio de agudizacién con lesiones tipo nddulos, algunas
de color carmelita claro, asociadas a un aumento de volumen y salida de secrecién
seropurulenta, localizadas en la rodilla izquierda y en la mitad superior de la pierna. Se
observaron lesiones similares a las antes descritas en la fosa poplitea con un nodulo
ulcerado de tamafio aproximado de 4x4 cm con tejido de granulacion y material
sanguinolento (doloroso). Fue reingresado en una institucion médica donde se constato
un dafio renal cronico sobreafiadido. Se evalu6 ademéas por las especialidades de
Dermatologia, Medicina Interna y Ortopedia. Se le plante6 la amputacion de la
extremidad como tratamiento quirdrgico definitivo, pero el paciente estuvo en
desacuerdo. Se volvid a poner tratamiento médico con cotrimoxazol, rifampicina e
itraconazol. Se realizaron curas locales de las lesiones con sulfato de cobre.
Posteriormente ingreso en el Complejo Cientifico Ortopédico Internacional “Frank Pais”
con gran toma del estado general, en decubito supino estricto, fascie de enfermo cronico,
gran palidez cutdneo-mucosa y contractura en flexién de la rodilla izquierda. Las lesiones
fistulosas en la rodilla en la cara anterior, la fosa poplitea y tercio proximal de la pierna

izquierda eran numerosas y muy activas con abundante secrecion purulentas fétidas
(Fig. 2).
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Fig. 2 — Se observan maltiples lesiones fistulosas profundas que abarcan toda la cara anterior de

la rodilla y se extienden al tercio proximal y medio de la pierna.

Se realizaron los siguientes estudios.

Estudios de laboratorio clinico:

o Hemograma completo

Leucograma: 12,8 x10%1 (PMN 79 %, L 13 %, G 8 %)
Hto: 0,20
Hb: 6,9 g/L

. VSG: 155 mm/h

o Proteina C reactiva: 78 mmol/L
. Creatinina: 131 mmol/L
o Glicemia: 7,3 mmol/L (normal)

. Acido Urico: 173,9 mmol/L (normal)
o TGO: 6 mmol/L (normal)

o TGP: 8 mmol/L (normal)

. GGT: 38 mmol/L (normal)

o Fosfatasa alcalina: 204 mmol/L (normal)
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o Coagulograma minimo:
. Tiempo de sangramiento (normal)
. Coagulo retractil

. Conteo de plaquetas: 647x10%I
o HIV Serologia: Negativo

o VDRL Serologia: Negativo

. Antigeno para virus B y C: Negativo

Se observé una disminucion progresiva de las cifras de hemoglobina a pesar de las

multiples transfusiones de glébulos rojos.

Estudios de microbiologia:
o Se tom6 una muestra de un fragmento de tejido obtenido en el salon de
operaciones donde se aisld la Nocardia asteroides y una Klebsiella sobreafiadida, el

estudio micologico fue negativo.

Estudios de Imagenologia:
. Radiografias simples

Rodilla izquierda (AP y Lat). Reaccidn periostica en fémur y tibia.
Térax PA (sin lesiones)
o Tomografia Axial Multicorte de Reconstruccion (Figs. 3A, 3B, 3C, 3D).

Gran aumento de volumen de la extremidad, con circulacion colateral hacia el
tercio distal del muslo, toma 6sea a nivel de la meseta tibial con una cavidad litica
y gran reaccion periostica en la tibia y el fémur.

. Gammagrafia 6sea (**"Tc-Metiléndifosfonato) (Fig. 4).
Hipercaptacion del radiofarmaco a nivel de la rodilla izquierda, la ceja acetabular
izquierda, ramas isquiaticas del pubis izquierdo y region calcaneo izquierdo.

Incremento de la captacion en las partes blandas del muslo y pierna izquierdos.
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Fig. 3A - TAC de rodilla A y B: Se observa reconstruccion de las partes blandas méas
superficiales con gran aumento de volumen de la extremidad, y lesiones fistulosas en los planos

superficiales con las curas de Orr.

Fig. 3B - TAC de rodilla C y D: Se aprecian los planos musculares con circulacion colateral y

vasos de neoformacién a nivel del muslo principalmente.
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Fig. 3C - TAC de rodilla E y F: Se observa en el plano 6seo la presencia de una imagen litica

con una cavidad 6sea a nivel de la meseta tibial.

Fig. 3D - TAC de rodilla G: Se puede ver la toma articular de la rodilla y la extension de la

reaccion periostica hasta el tercio proximal del fémur.
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Fig. 4 - Gammagrafia 6sea con *™Tc-MDP, se aprecia hipercaptacion del radiofarmaco a nivel
de la rodilla izquierda, la ceja acetabular izquierda, ramas isquiaticas del pubis izquierdo y
regién calcéneo izquierdo. Incremento de la captacion en las partes blandas del muslo y pierna

izquierdos.

Con todos estos elementos se decide continuar el estudio con una TAC de pelvis 6sea que
informa imagen osteolitica a nivel de la cadera izquierda en la ceja posterior y parte del
techo acetabular relacionada con posible proceso infeccioso y adenopatias de la cadena
ganglionar inguinal.

Dada la magnitud y extension de la lesion con la toma paulatina del estado general del
paciente se lleva el caso a discusion colectiva multidisciplinaria de la institucion
(especialistas de Ortopedia y Traumatologia, Medicina Interna, Anestesiologia, Medicina
Intensiva, Imagenologia, Microbiologia) asi como especialistas de Cirugia General del
INOR (Instituto Nacional de Oncologia y Radiobiologia). Dado el estado general del
paciente, la evolucion térpida y los resultados de los estudios imagenologicos actuales se
decide realizar una hemipelvectomia como tratamiento quirdrgico definitivo capaz de
controlar el proceso infeccioso que ya estaba repercutiendo en el estado hemodinamico
del paciente.

Desafortunadamente y a pesar de las medidas tomadas en el orden general con hidratacion

mantenida, apoyo nutricional y con oligoelementos, analgesia y antibi6ticoterapia
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oportuna segun las normas internacionales, la vigilancia y monitorizacion continua, 72 h
antes del proceder planificado (hemipelvectomia) el paciente presentd una complicacion
general severa: Respuesta Inflamatoria Sistémica (RIS) con toma neuroldgica que
requirio el traslado a la sala se Cuidados Intensivos. Posteriormente y a pesar de todo el
tratamiento médico y quirdrgico de urgencia realizado (amputacion sanitaria de la
extremidad a nivel tercio medio del fémur) el paciente comenzé a presentar un shock
séptico. Este estado fue agravandose de forma mas intensa y vertiginosa hasta provocar
la muerte del paciente.

En la descripcion microscopica del estudio histopatolégico de la lesion se informa con la
coloracion de hematoxilina/eosina (H/E), en el tejido celular subcutaneo, la hipodermis
profunda, musculos y tejido 6seo que se observan numerosos microabcesos de necrosis
colicuativa, algunas células gigantes multinucleadas e histiocitos espumosos. En otras
zonas aparecen numerosos capilares de neoformacion, areas de hemorragias y un
infiltrado inflamatorio denso, constituido principalmente por polimorfonucleares
neutréfilos y eosindfilos, linfocitos, plasmocitos y fibroblastos. Algunos de estos tienden
a formar granulomas alrededor de centros de necrosis, donde se destacan granulos o
masas de gran tamarfio, redondeadas o lobuladas, homogéneas, intensamente basofilas
hacia el centro, y eosintfilas hacia la periferia, desde la cual sobresalen filamentos
radiados y ramificados. Se le realizan coloraciones de Brown Brenn que permiten
identificar que las masas antes descritas en la hematoxilina/eosina se corresponden con

colonias bacterianas Gram positivas, que se corresponden con nocardia (Fig. 5).

Fig. 5 - Estudio Histopatoldgico. A) Tincion de hematoxilina/eosina x 40. Destruccion del

tejido conectivo por necrosis liquefactiva y células inflamatorias del tipo de polimorfonucleares
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neutrdfilos, eosinofilos, linfocitos y plasmocitos. Se identifican ademas células epitelioides e
histiocitos. B) Tincién de Brown Brenn que muestra bacterias Gram positivas, de centro fibrilar

y corona abultada, compatibles con la morfologia de la nocardia.

Discusion

Los micetomas en nuestro medio son lesiones poco frecuentes, pero no deben dejarse en
el olvido pues su cuadro clinico-radioldgico puede confundirse con afecciones tales como
la tuberculosis dsea y la osteomielitis entre otras.®7)

La enfermedad usualmente afecta a adultos, pero puede observarse en nifios y ancianos
en regiones endémicas. No es considerada una enfermedad transmisible de animal a
humano o de humano a humano. La clasificacion morfoldgica - eumicetoma y
actinomicetoma - no ha cambiado desde la primera vez que se describid. Dos grupos
principales causados por mdltiples agentes etioldgicos: Eumicetomas o granulos
eumicaticos, son causados por hongos verdaderos. Se forman dos tipos de granulos:
negros (causados por hongos pigmentados, tipo dermatiaceous) y blancos (causados por
hongos pigmentados, tipo hialinos). Se han encontrado méas de 18 especies causales de
eumicetomas. Los granulos negros son siempre de origen fangico y son los mas
frecuentes, mientras que los blancos son causados por hongos y bacterias. Los
actinomicetomas o granos actinomicéticos son causados por actinomices exdgenos. No
debe ser confundido con la enfermedad causada por actinomices enddgeno. Mas de ocho
especies de bacterias anaerobias se informan como causa de actinomicetomas:
Actinomadura madurae, Actinomyces israelii, Nocardia brasiliensis, Nocardia farcinica,
Nocardia dassonvillei, Streptomyces somaliensis, Actinomadura pellitieri, Nocardia
asteroides, Nocardia caviae, Nocardia transvalensis.

La causa mas comun de micetoma en el mundo es el eumicoético, particularmente la
Madurella mycetomatis, que Ilega al 70 % de los casos en regiones de Africa Central.
Existe un predominio de ciertos agentes segun la region: en América Central y México el
micetoma es causado mas comunmente por actinomices como Nocardia brasiliensis,
Streptomyces somaliensis, A. madurae y Actinomadura pelletieri mientras que en EE.UU.
es causado por el hongo Pseudallescheria boydii. En general, el cultivo es necesario para

identificar la especie. En la actualidad, el empleo de RPC universal con amplificacion y
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secuenciacion de nucleotidos del gen que codifica para 16S ARNr permite identificar el
agente etioldgico a partir de cultivos o directamente de muestras. Esta técnica ha
permitido la identificacion de nuevas especies para Nocardia y Actinomadura (N.
veterana, N. mexicana y A. latina).®

La familia Nocardiaceae pertenece al suborden Corynebacteriaceae del orden
Actinomycetales. El género nocardia descrito por Edmond Nocard en 1888, de una
infeccion en bovino, forma parte de la familia Nocardiaceae junto con los géneros
Rhodococcus, Tsukamurella y Gordona. Estd compuesto por mas de 50 especies, la mitad
de las cuales son reconocidas como patégenos de humanos y/o animales. Las especies de
importancia médica son: N. asteroides, N. brasiliensis, N. pseudobrasiliensis y N.
otitidiscaviarum. Son consideradas saproéfitas y se encuentran ampliamente diseminadas
en la naturaleza. En algunas ocasiones la N. asteroides puede encontrarse como parte de
la microflora comensal de la piel y del tracto respiratorio superior.(”)

En Cuba se han reportado algunos casos aislados de micetoma. Por ejemplo, en
Camagiey en el afio 2007 y en Villa Clara en 20191 se reportaron pacientes con una
lesion en el pie. En nuestra institucion se han diagnosticado 2 casos anteriores de
eumicetoma: uno se reportd en el 2001 en miembro superior, diagnosticado por los
estudios anatomopatoldgicos de las muestras enviadas®°9 y el segundo fue en 2013 en
una paciente con lesion en la region sacrocoxigea.

El tratamiento de los micetomas actinomicoéticos es, en general, médico (tasa de curacion
60-90 %), a diferencia de los eumicetomas que requieren manejo quirdrgico asociado a
antifungicos. Se han descrito diferentes antimicrobianos efectivos para el tratamiento del
actinomicetoma, entre ellos sulfonamidas, estreptomicina, rifampicina, ciprofloxacina,
tetraciclinas y dapsona. Sin embargo, el cotrimoxazol representa la primera linea de
tratamiento y es ampliamente utilizado como monoterapia (14 mg/kg/dia de trimetoprim
en 2 dosis). En caso de alergia se puede usar eritromicina, gentamicina o doxiciclina y si
hay refractariedad al tratamiento o presencia de cepas resistentes, se recomienda la
asociacion de antimicrobianos. En la actualidad, el uso de oxazolidinonas (linezolid) y
carbapenémicos (imipenem) han mostrado ser eficaces en el manejo de lesiones
resistentes o casos graves. La amikacina y amoxicilina/acido clavulanico han demostrado
efectividad en diferentes comunicaciones de casos y su uso asociado al cotrimoxazol
estaria indicado en casos con compromiso 0seo o0 diseminacion pulmonar. La duracién

del tratamiento es variable, con un promedio de 12 meses. La tasa de recidiva es mas alta
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en pacientes que no han completado el tratamiento y la cirugia se reserva para casos
refractarios a la terapia médica y compromiso 0seo que no responde a la terapia

conservadora.©78910.11)

Conclusiones

El micetoma es una entidad nosoldgica que se presenta con poca frecuencia en Cubay el
mundo. Presenta maltiples agentes etiologicos pero todos ellos causan gran destruccion
de los tejidos blandos que puede diseminarse a planos 6seos y comprometer la viabilidad
de la extremidad y hasta la propia vida del paciente. Tiene numerosas consecuencias
negativas, tanto médicas como socioeconoémicas, para los pacientes, las comunidades y
los servicios de salud. Ante su aparicién es importante definir rapidamente el alcance de
la infeccidn para determinar el tipo de tratamiento médico quirdrgico a utilizar, que bien

empleado y de forma oportuna puede salvar la vida del paciente sin dejar graves secuelas.
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