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PRESENTACION DE CASOS

Osteomielitis cronica esclerosante difusa

Chronic diffuse sclerosing osteomyelitis
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RESUMEN

La osteomielitis esclerosante difusa se considera como una osteomielitis cronica
primaria consistente en un proceso inflamatorio, doloroso y prolongado en el tiempo.
Afecta solo a la mandibula y es generalmente unilateral, compromete hueso basal y
alveolar, y se localiza al nivel de cuerpo, angulo, rama e incluso céndilo. La causa es
aun controversial, ya que algunos le atribuyen un origen infeccioso, mientras otros lo
consideran una condicidn no infecciosa, como producto de sobrecargas o asociado con
sindrome SAPHO (sinovitis, acné, pustulosis, hiperostosis y osteitis), pero la literatura
no es concluyente. Con respecto al tratamiento, al igual que su causa, no esta
totalmente esclarecido y se describen a lo largo del tiempo distintas alternativas, que
van desde lo conservador a lo mas radical. Se presenta el seguimiento y tratamiento
durante 7 meses de una paciente afectada por osteomielitis esclerosante difusa con 18
afios de evolucion aproximadamente, que ha sido refractaria a las alternativas
terapéuticas convencionales.
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ABSTRACT

Diffuse sclerosing osteomyelitis is considered a chronic primary osteomyelitis consisting
in an inflammatory, painful and prolonged process. It only affects the mandible and it
is generally unilateral. It involves the basal and alveolar bone and it is located at the
level of body, angle, branch and even condyle. The cause is more controversial, since
some attribute an infectious origin to it, whereas others consider it as a non-infectious
condition resulting from the overloads or associated with SAPHO syndrome (synovitis,
acne, pustulosis, hyperostosis and osteitis), but literature is not concluding. Treatment
as well as its cause are not totally clear. Different alternatives are described that go
from the conservative to the most radical position. The 7-month follow-up and
treatment of a female patient suffering from diffuse sclerosing osteomyelitis with
approximately18 years of evolution that has been refractory to the conventional
therapeutic alternatives is presented.
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INTRODUCCION

La osteomielitis es considerada una condicién inflamatoria del hueso, que comienza
usualmente como una infeccién de los espacios medulares y que se extiende mas alla
hasta comprometer el periostio. 1-3

Esta condicién inflamatoria puede presentarse como un proceso agudo o cronico, local
o difuso, con reaccidn periostal u osteolitica, y otras. 4 Estas multiples manifestaciones
han generado a través del tiempo diversas clasificaciones, dentro las cuales podemos
encontrar a la osteomielitis dividida en supurativa y no supurativa. 6

Dentro de las no supurativas, encontramos la osteomielitis esclerosante difusa, que
se considera como una osteomielitis cronica primaria consistente en un proceso
inflamatorio, doloroso y prolongado en el tiempo. Afecta solo a la mandibula y es
generalmente unilateral; compromete al hueso basal y alveolar, y se localiza al nivel de
cuerpo, angulo, rama e incluso céndilo. El hueso se presenta ligeramente expandido y
presenta clinicamente episodios recurrentes de inflamacién y dolor. Radiograficamente
se observa una esclerosis difusa en los espacios medulares con margenes poco definidos.

Se manifiesta frecuentemente en adultos, en la tercera década y aproximadamente
dos tercios de los afectados son mujeres. 1-3:6-8

En el territorio maxilofacial, la mandibula es el hueso mas afectado por la osteomielitis
Yy su causa es generalmente de origen bacteriana. 23

Esta infeccion puede nacer de un foco contiguo o bien por diseminacidon via
hematdgena, la cual es mas comun en huesos largos que en mandibula. Los focos
contiguos son generalmente de origen pulpar o periodontal, y en segundo lugar de origen
traumatico, sobre todo en caso de fracturas compuestas. !

La causa de la osteomielitis esclerosante difusa es controversial; algunos creen que
es de origen infeccioso y otros lo atribuyen a una condicidn no infecciosa, ® como
resultado de una sobrecarga masticatoria, maloclusion o posicion mandibular anormal
que provoca una tendoperiostitis. 110 También existen reportes donde se asocia esta
osteomielitis con un cuadro conocido como sindrome SAPHO (sinovitis, acné, pustulosis,
hiperostosis y osteitis), pero la literatura es escasa. 7 Se presenta un caso clinico de
osteomielitis cronica esclerosante difusa en estudio.

PRESENTACION DEL CASO

Paciente del sexo femenino de 23 afnos de edad, sana, asiste a consulta por dolor y
aumento de volumen mandibular izquierdo de aproximadamente 18 anos de evolucion.
A los 10 afios consulté por primera vez un especialista por aumento de volumen
mandibular izquierdo doloroso de 5 afios de evolucion, periodo durante el cual recibid
multiples tratamientos dentales como pulpotomias, exodoncias y otros.

Desde entonces presenta episodios periddicos de dolor EVA (escala visual analoga)
10, en ocasiones irradiado al oido, incapacitante, que disminuye frecuentemente con
terapia analgésica por via oral, utilizando Nimesulida en combinacion con Aspirina o
Paracetamol.

A los 17 afios recibié por primera vez un tratamiento quirdrgico de decorticacion
parcial de cuerpo mandibular en combinacion con terapia en camara hiperbarica, con lo
que disminuy6é por un tiempo la sintomatologia. Ademdas durante este periodo se
realizaron 3 biopsias, de las cuales no tenemos antecedentes.

Actualmente estd en tratamiento antibidtico con Augmentin ® 1g (Amoxicilina
875/Acido Clavulanico 125) 2 veces al dia y analgésico Nimesulida 100 mg 1 6 2 veces
dia. Refiere episodios dolorosos a repeticidn, en ocasiones incapacitantes, que han
afectado enormemente su calidad de vida y estado de animo.

Al examen presenta asimetria facial con aumento de volumen mandibular izquierdo,
doloroso a la palpacidn, de consistencia dura, que se extiende desde la zona del canino
hasta zona posterior de cuerpo al nivel vestibular y lingual hasta la rama mandibular.
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Fig. 1. TAC corte axial mandibula.
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Presenta ademas la dinamica mandibular alterada, con lateralidad derecha limitada y
dolorosa, protrusion dolorosa, desviacidon en apertura al lado izquierdo y canteo del plano
oclusal. No se observa presencia de fistula ni supuracion, los tejidos blandos estan sin
alteracion.

Las imagenes de tomografia axial computadorizada (figs. 1 y 2) a lo largo del tiempo,
muestran una hipertrofia esclerdtica de cuerpo y rama mandibular que compromete
condilo y coronoides. Se establecid un presunto diagndstico de osteomielitis crénica
primaria, osteomielitis condensante u osteomielitis esclerosante.

Se realizdé un tratamiento quirdrgico, mediante abordaje de cuerpo y rama mandibular
izquierda exponiéndose el hueso tanto por vestibular como por lingual (fig. 3).
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Fig. 3. Tratamiento quirurgico.
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Se realizd una decorticacion amplia de cuerpo y rama, se tomod muestra de tejido éseo
para cultivo y biopsia, y se realizaron perforaciones con fresa para lograr sangramiento,
el cual fue minimo. Se realizé el cierre por primera intencién.

El andlisis de la muestra fue negativo para el cultivo de microorganismos. Con respecto
al analisis histopatoldgico, mostré trabéculas de hueso esponjoso y compacto con lineas
basofilas aposicionales, y en pequefios y no tan pequefios espacios medulares se observo
tejido conjuntivo fibroso con vasos dilatados, infiltrado linfocitario y algunos plasmocitos.
En una zona se observo foco con neutréfilos, hemorragia reciente y vasos hiperémicos.

El diagndstico fue entonces de una osteomielitis crénica esclerosante difusa, con foco
de reagudizacion.

Se planted dentro de la terapia médica mantener el uso antibidticos en combinacion
con antiinflamatorios y control en el tiempo. )

Se mantuvo el Augmentin ® 1 g (Amoxicilina/Acido Clavulanico) cada 12 horas
durante 2 meses, periodo en el cual se registré un evento de colitis ssudomembranosa.
Una vez tratado el cuadro, se continud el tratamiento antibidético con Amoval ® 1g cada
12 horas, el cual se mantiene hasta hoy.

Para el control del dolor se indic6 Nimesulida 100mg/dia con paracetamol 1g prn.
Actualmente, luego de 7 meses de evolucidon con mantencidon de la terapia antibiética y
analgésica, la paciente se encuentra asintomatica, con una disminucién franca de la
asimetria facial. Refiere una notable mejoria y un cambio positivo en su calidad de vida.

DISCUSION

Un estudio realizado por Marx y col., en un grupo de 26 pacientes con diagndstico de
osteomielitis cronica esclerosante difusa, mostrd la presencia de bacterias cuando se
tomaban medidas estrictamente cuidadosas en la obtencidon y traslado de la muestra
para cultivo. En la mayoria de los casos, obtuvieron presencia de Actinomyces en
conjunto con E. corrodens, y en otros se aislaron Arachnia y Bacteroides spp. °

Esto nos hace creer que la osteomielitis esclerosante difusa si puede ser de origen
bacteriano, y que muchas veces las medidas tomadas para la obtencién y traslado de la
muestra no son lo suficientemente rigurosas, arrogando asi la ausencia de
microorganismos.

Por otro lado, Van Merkesteyn y col., plantean que si bien la clinica de esta
osteomielitis nos orienta a pensar en un origen bacteriano, la histologia y cultivos no son
coincidentes con un proceso infeccioso. Ellos analizaron un grupo de 27 pacientes donde
atribuyen una tendoperiostitis cronica como la causa de la osteomielitis crénica
esclerosante difusa, basandose en una sobrecarga muscular como etiologia y en la
respuesta positiva al tratamiento instaurado. °

En nuestro caso, creemos que la muestra fue negativa para el cultivo de
microorganismos por 2 razones: primero porque el paciente tenia una terapia antibiodtica
previa de aproximadamente 2 meses de evolucién instaurada por otro tratante; vy
segundo, porque al momento de tomar y trasladar la muestra para el cultivo, tampoco
se tomaron medidas estrictas de cuidado como las sefialadas en el estudio de Marx y
col. Estos 2 factores disminuyen evidentemente la posibilidad de obtener un cultivo de
microorganismos.

Sin embargo, y a pesar de desconocer el origen de esta osteomielitis, la historia nos
orienta a pensar en un origen bacteriano que nacié de un foco dentario. La paciente
sefiala que a los 5 anos consultd en distintos centros por un aumento de volumen facial
doloroso, donde recibi6 multiples tratamientos dentales como endodoncias vy
extracciones, sin resolver su condicién. Lamentablemente es una base incierta, ya que
no hay registros clinicos que avalen esta situacién. Pero a pesar de ello, decidimos
mantener la terapia antibidtica.

Con respecto al tratamiento de esta enfermedad también existen controversias, pues
algunos la tratan como una osteomielitis cronica supurativa, con altas dosis de
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antibiéticos por largos periodos de tiempo y con control de cultivo. > El uso de irrigacion
y antibioterapia local también se plantea, pero es mas utilizado en presencia de
supuracién. La decorticacidon, reseccidon y reconstruccidon son otras alternativas
quirdrgicas. Y esta ultima se utiliza sobre todo en cuadros que no responden a terapias
previas. 1>8

La decorticacion basa su éxito en que el hueso cortical afectado es avascular y retiene
microorganismos, impidiendo asi la llegada del antibiotico e irrigacion al hueso medular.
Esta puede ser usada como tratamiento inicial en el caso de osteomielitis cronica
primaria o secundaria, o cuando el tratamiento conservador previo no dio resultado.
Nosotros realizamos una decorticacion amplia y agresiva con perforaciones al hueso con
el objetivo de provocar sangramiento y asi estimular la revascularizacion de este hueso
esclerdtico. Si bien existen reportes sobre el éxito de esta técnica, no hay un rendimiento
definido y los casos descritos no son significativos.

Con respecto a la terapia con oxigeno hiperbarico, esta descrito que mejora o ayuda
en los tratamientos de osteomielitis, 1> pero al igual que las otras alternativas de
tratamiento no existen reportes sobre su rendimiento en este tipo de osteomielitis.
Ademas, como sefalamos en la historia de este caso, la paciente fue sometida en una
oportunidad a terapia de oxigeno hiperbarico previo y postratamiento quirdrgico sin
obtener resultados.

Si bien no tenemos la evidencia de presencia de microorganismos, la terapia
instaurada de antibiéticos en combinacién con la intervencidn quirdrgica ha provocado
una mejoria en la evolucién del cuadro, que se manifiesta clinicamente. Al control de los
7 meses la paciente presenta remision del dolor en un 90 % y disminucion del aumento
de volumen facial posquirurgico.

Si tomamos en cuenta solo el aspecto del dolor, podemos considerar la primera etapa
de este tratamiento como exitosa, ya que el dolor desde el punto de vista de la paciente
es lo mas relevante de su enfermedad; es uno de los factores que mas altera su
condicion, su calidad de vida y su estado sicoldgico. La remision del dolor en un 90 % le
ha permitido volver a realizar su vida en forma normal.

Si bien este cuadro presenta 7 meses de evolucion, es necesario considerar que si en
un futuro no hay resolucion, debera optarse por la alternativa de un tratamiento mas
radical como la reseccién, para asi eliminar el foco por completo.
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