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RESUMO

A piomiosite é uma infeccdo piogénica da musculatura esquelética, decorrente da
disseminacdo hematogénica e geralmente acompanhada de formacao de abscesso locali-
zado. Esta infeccdo da musculatura é raramente descrita em adultos com lipus eritematoso
sistémico (LES) e, até onde se sabe, ainda nado o foi em pacientes com LES juvenil (LES]).
De nossos 289 pacientes com LES], uma apresentou piomiosite. Diagnosticada com LES] aos
10 anos de idade e apds seis anos de tratamento com prednisona, azatioprina e hidroxiclo-
roquina, a paciente foi hospitalizada em razdo de um histérico de 30 dias de dor insidiosa
na coxa esquerda, sem relato algum de trauma aparente ou febre. O exame fisico mostrou
musculos sensiveis e com endurecimento lenhoso. Os exames laboratoriais revelaram ane-
mia, aumento de reagentes de fase aguda e enzimas musculares normais. A tomografia
computadorizada da coxa esquerda mostrou colecdo no terco médio do vasto intermédio,
sugerindo estagio purulento de piomiosite. Iniciou-se tratamento com antibiético de largo
espectro, que levou a resolucdo clinica completa. Em suma, descreveu-se o primeiro caso
de piomiosite em pacientes com LES] encontrado neste servico. Este relato reforca que a
presenca de dor muscular localizada em pacientes imunocomprometidos, ainda que sem
aumento de enzimas musculares, deve sugerir o diagnéstico de piomiosite. Recomenda-se

tratamento imediato com antibiéticos.
© 2013 Elsevier Editora Ltda. Todos os direitos reservados.

Pyomyositis in childhood-systemic lupus erythematosus

ABSTRACT

Pyomyositis is a pyogenic infection of skeletal muscle that arises from hematogenous
spread and usually presents with localized abscess. This muscle infection has been rarely
reported in adult-onset systemic lupus erythematous (SLE) and, to our knowledge, has
not been diagnosed in pediatric lupus population. Among our childhood-onset SLE (C-SLE)
population, including 289 patients, one presented pyomyositis. This patient was diagnosed
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with C-SLE at the age of 10 years-old. After six years, while being treated with prednisone,
azathioprine and hydroxychloroquine, she was hospitalized due to a 30-day history of insi-
dious pain in the left thigh and no apparent trauma or fever were reported. Her physical
examination showed muscle tenderness and woody induration. Laboratory tests revealed
anemia, increased acute phase reactants and normal muscle enzymes. Computer tomo-
graphy of the left thigh showed collection on the middle third of the vastus intermedius,
suggesting purulent stage of pyomyositis. Treatment with broad-spectrum antibiotic was
initiated, leading to a complete clinical resolution. In conclusion, we described the first case
of pyomyositis during childhood in pediatric lupus population. This report reinforces that
the presence of localized muscle pain in immunocompromised patients, even without ele-
vation of muscle enzymes, should raise the suspicion of pyomyositis. A prompt antibiotic

therapy is strongly recommended.

© 2013 Elsevier Editora Ltda. All rights reserved.

Introducao

A piomiosite é uma infec¢ao piogénica da musculatura esque-
lética, decorrente da disseminacdo hematogénica e geral-
mente acompanhada de formacdo de abscesso localizado.
Esta miopatia infecciosa estd associada a condi¢bes que
levam a imunossupressao, especialmente a infeccdo pelo virus
da imunodeficiéncia humana (HIV), o diabetes mellitus, a
malignidade, os farmacos imunossupressores e as doencas
reumaticas.’”’

As infec¢bes sdo uma das principais causas de morbidade
e mortalidade em pacientes com lipus eritematoso sistémico
(LES) e lupus eritematoso sistémico juvenil (LESJ),®° podendo
envolver a musculatura esquelética. A piomiosite é raramente
relatada em adultos com LES,>” e, até onde se sabe, ainda nio
foi diagnosticada em pacientes com LES].

Revisaram-se dados coletados de janeiro de 1983 a julho
de 2013. Dos 5.593 pacientes atendidos na Unidade de Reu-
matologia Pedidtrica do Instituto da Crianca da Faculdade de
Medicina da Universidade de Sao Paulo, foram identificados
289 (5,1%) pacientes com LES] que preencheram os critérios
diagnésticos do American College of Rheumatology (ACR).°
Uma paciente (0,34%), descrita neste estudo, apresentou epi-
sédio de piomiosite apds o diagndstico de LES].

Relato de caso

A paciente de 10 anos, do sexo feminino, foi diagnosti-
cada com LES] com base no quadro clinico de rash cuténeo
discoide, pericardite, psicose, linfopenia, trombocitopenia,
proteintria, anticorpos antinucleares (FAN) 1/1280 (padrdo
nuclear homogéneo) e presenca de anti-DNA de dupla hélice
(anti-dsDNA), preenchendo os critérios de diagndéstico do
ACR para LES.!’! Naquele momento, o escore SLE Dise-
ase Activity Index 2000 (SLEDAI-2K) era de 28, com base
nos seguintes achados: psicose, proteinduria, cilindros celu-
lares, alopecia, pleurite, pericardite, baixos niveis de C3
e C4, presenca de anti-dsDNA, febre e trombocitopenia.
A paciente foi tratada com prednisona (2,0 mg/kg/dia), pro-
gressivamente reduzida para 2,5mg/dia, hidroxicloroquina
5,0mg/kg/dia) e azatioprina (2,0 mg/kg/dia). Aos 16 anos de

idade, a paciente foi hospitalizada neste servico com um his-
térico de 30 dias de dor insidiosa na regido medial da coxa
esquerda, sem queixa de caibras, trauma aparente nem febre.
O exame fisico mostrou musculos sensiveis e com endureci-
mento lenhoso. A paciente ndo apresentava eritema cuténeo
nem calor local. Naquele momento, estava sendo utilizado
tratamento com prednisona (0,95 mg/kg/dia), azatioprina
(2,25 mg/kg/dia) e hidroxicloroquina (5,0 mg/kg/dia) em razao
da alopecia severa, rash cuténeo discoide, fotossensibilidade e
ulceras orais. Os exames laboratoriais revelaram hemoglobina
9,3 mg/L, hematdcrito 29%, leucécito 8.700 mm? (neutréfilos
71%, linfécitos 20% e mondcitos 8%), plaquetas 202.000 mm?3,
proteina c-reativa (PCR) 46,9mg/L (valor de referéncia
< 5 mg/l), velocidade de hemossedimentacdo (VHS) de
54 mm/1h (faixa normal 0-20 mm/h), proteiniria 0,12 g/24h,
ureia 41mg/dL (faixa normal 15-45 mg/dL) e creatinina
0,36 mg/dL (faixa normal 0,6-0,9mg/dL), C3 75 mg/dL (faixa
normal 90-180mg/dL) e C4 9,9mg/dL (faixa normal 10-
40 mg/dL). Os exames de enzimas musculares realizados evi-
denciaram: aspartato aminotransferase 31 U/L (faixa normal
10-34 U/L), alanina aminotransferase 34 U/L (faixa normal
10-44 U/L), creatina quinase 64 U/L (faixa normal 24-204 U/L).
O anti-dsDNA foi positivo e o SLEDAI-2K foi 4. A tomogra-
fia computadorizada da coxa esquerda evidenciou colecdo
no terco médio do vasto intermédio medindo cerca de
5,0 x 3,0 x 2,0 cm, sugerindo estagio purulento de piomiosite.
A paciente foi submetida a puncdo guiada por ultrassom;
porém, ndo foi obtidoliquido. A hemocultura nao identifi-
cou qualquer organismo. Foi administrado tratamento com
antibidticos intravenosos, como cefepima (150 mg/kg/dia) e
clindamicina (40mg/kg/dia) por um periodo de sete dias.
A paciente foi posteriormente liberada com clindamicina por
via oral (40mg/kg/dia) por mais sete dias, resultando em
resolucdo completa do quadro clinico.

Discussao

Nos dltimos 30 anos, ndo houve relato de piomiosite nos paci-
entes com LES] acompanhados neste Hospital Universitario
tercidrio. A presenca de dores musculares localizadas com
endurecimento em um paciente com imunossupressao sugere
este diagnéstico.
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Esta miopatia infecciosa foi descrita pela primeira vez em
1885 por Scribba,'? e é uma infec¢do piogénica rara do tecido
muscular. Na infancia, as regides mais afetadas sdo as coxas e
quadris. 213 Esta miopatia geralmente é causada pelo Staphy-
lococcus aureus, Streptococcus sp e Escherichia coli.” No entanto,
em mais de dois tercos dos casos, o agente etiolégico ndo é
identificado em hemoculturas,'* como ocorreu com a paciente
estudada.

A piomiosite apresenta trés estagios clinicos: invasivo (sin-
tomas insidiosos e inespecificos); purulento (formacdo de
abscessos profundos e sinais inflamatdérios); e avancgado (febre
alta, dor intensa, oscilacdo muscular e, ocasionalmente, cho-
que séptico). 7 Até 90% dos pacientes séo diagnosticados no
estagio purulento,’® semelhantemente ao que ocorreu neste
estudo.

A manifestacdo clinica e os exames laboratoriais sdo
inespecificos na piomiosite. Os leucécitos podem estar ele-
vados em 50a 60% dos casos; os reagentes de fase aguda
geralmente estdo elevados'®, enquanto as enzimas mus-
culares normalmente tém apresentacdo normal,” conforme
observado neste caso. Logo, exames de imagem iniciais
sdo cruciais para o diagnéstico de piomiosite. Pode-se
utilizar radiografias para descartar lesdes dsseas. A ultras-
sonografia é uma ferramenta acessivel, rapida e de baixo
custo, mas ndo sensivel o bastante, principalmente no
inicio da infecgdo.’ E importante ressaltar que a tomogra-
fia computadorizada e a ressonancia magnética confirmam
o diagndstico, podendo ainda revelar aumento muscu-
lar, extensao do abscesso, derrames articulares e cole¢oes
liquidas.™

Esta doenca pode também ocorrer em pacientes sauda-
veis apés um trauma mecanico local, '>'> podendo estar
associada a parasitose e a desnutricdo, também conhe-
cida como piomiosite tropical. A manifestacdo atipica e
inespecifica da piomiosite pode atrasar o diagndstico e o tra-
tamento em doencas imunossupressoras e/ou cronicas, como
a infecgdo pelo HIV, a infec¢do pelo HTLV,” a leucemia,'>®
o diabetes,’*1> a esclerodermia !° e a dermatomiosite.’® Até
onde se sabe, foram descritos apenas cinco casos de piomio-
site em pacientes adultos com LES®>” e apenas um de LES] com
manifestagdo de quadro de piomiosite aos 32 anos de idade.*
Portanto, este estudo apresenta o primeiro caso de piomiosite
em pacientes com LES].

O diagnéstico diferencial de piomiosite afetando a coxa
inclui hematoma, osteomielite, artrite séptica, trombose
venosa profunda, celulite e tumores malignos.>!>

O tratamento depende do estagio da doenca. Quando em
estagio purulento ou mais avancado, antibidticos de amplo
espectro por via intravenosa sdo o tratamento de primeira
linha. Além disso, pode ser necessdria a drenagem percutanea
ou a incisdo cirirgica em pacientes refratéarios a antibiéticos.?
Nossa paciente apresentou recuperacdo completa apds trata-
mento conservador.

Em suma, descrevemos o primeiro caso de piomiosite em
pacientes com LES]. Este relato reforca que a presenca de
dor muscular localizada em pacientes imunocomprometidos,
ainda que sem aumento de enzimas musculares, deve sugerir
o diagnéstico de piomiosite. Recomenda-se tratamento ime-
diato com antibiéticos.
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