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Mufioz C, Hernandez D, Gomez C REPORTE DE CASO

Sindrome de Lemierre: reporte de una variante complicada con
trombosis de seno cavernoso

Lemierre Syndrome: report of a variant complicated with thrombosis of cavernous sinus

Carolina Mufioz Grajales', Dora Lilia Hernandez Lopez?, Carlos Ignacio Gémez Roldan®

RESUMEN

El Sindrome de Lemierre, entidad clinica caracterizada por tromboflebitis séptica de la vena yugular interna con embolizacion
secundaria, se debe, en mas del 80% de los casos, a Fusobacterium necrophorum; sin embargo, han sido descritos otros
microorganismos y hasta en el 12.8% de los pacientes no se logra aislamiento microbiolégico.

Se describe el caso de un paciente joven con lesiones cutaneas faciales sobreinfectadas, quien desarroll6 compromiso
parafaringeo con trombosis de la vena yugular interna izquierda y del seno cavernoso ipsilateral, embolizacién séptica
pulmonar y compromiso pericardico, en quien no se obtuvo aislamiento microbioldgico, pero se demostré resolucion completa
del cuadro con tratamiento antibiético.

Palabras clave: Sindrome de Lemierre; Staphylococcus aureus; trombosis de los senos intracraneales.

ABSTRACT

Lemierre Syndrome is a clinical entity characterized by a septic trombophlebitis of the intern jugular vein with a secondary
embolism, etiological agent in more than 80% of cases is Fusobacterium necrophorum, however, other microorganisms has
been described and up to 12.8% of the cases have no microbiological isolation.

This article describes a case of a young man with infected facial skin lesions, who developed a pharyngeal infection with
thrombosis of left internal jugular vein and of the ipsilaterl cavernous sinus, plus septic pulmonary embolism and pericardia
compromise, in this patient an isolation of a microbilogical agent was no possible and a complete resolution of the case was
reached by antibiotic therapy.

Key words: Lemierre Syndrome; Staphylococcus aureus; intracranial sinus thrombosis.
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INTRODUCCION

Considerada una enfermedad olvidada para
algunos autores, por su relativa baja frecuencia
de presentacion en la era post-antibiotica, el
Sindrome de Lemierre, también denominado
tromboflebitis séptica de la vena yugular interna,
septicemia postanginal o necrobacilosis’,
representa una entidad potencialmente fatal
en ausencia de un pronto reconocimiento y
adecuado manejo.

En la mayoria de los pacientes, como en las
primeras descripciones, el proceso infeccioso
inicial que conducira a la posterior tromboflebitis
séptica de la vena yugular interna, se localiza
en orofaringe; sin embargo, se han reportado
casos secundarios a otro tipo de infecciones de
cabeza y cuello como mastoiditis, otitis media
aguda y celulitis?3.

Si bien, en el 80% de los pacientes se ha
identificado al Fusobacterium necrophorum
como agente responsable, también puede haber
otros microorganismos implicados y, en algunos
casos, los cultivos pueden resultar negativos.

CASO CLINICO

Hombre de 19 afios, soldado de profesion,
residente en Uraba (Antioquia/Colombia), sin
antecedentes patolégicos previos; consulta
al servicio de Urgencias en junio de 2007 por
aparicion de lesién cutédnea en regién frontal
derecha, que fue manipulada por el paciente y
del que obtuvo material purulento, con posterior
apariciéon de nuevas lesiones y desarrollo de rubor
y calor perilesional asociado con edema hemifacial
izquierdo de predominio periorbitario, diplopia
intermitente, emesis, cefalea global intensa, dolor
en mastoides izquierda y fiebre subjetiva.

Antes de su ingreso fue evaluado en otro
servicio de Urgencias de la ciudad en el que le
encuentran rigidez de nuca e inician cubrimiento
antibiético, por sospecha de neuroinfeccién,
con Ceftriaxona y Oxacilina a dosis meningeas,
sin realizacion de puncién lumbar ni toma de
hemocultivos.

72 ENE-JUN 2010

En la valoracion inicial por el servicio de
Neurologia se encuentra paciente en regulares
condiciones, afebril, con PA: 105/72, FC: 72,
varios forunculos en region frontal y presencia
de proptosis, inyecciéon conjuntival, quemosis,
oftalmoparesia (lll - IV - VI) e hipoestesia en
V1 en ojo izquierdo. Adicionalmente, edema
hemifacial izquierdo, agudeza visual de 20/25
en ambos ojos, rigidez de nuca, dolor cervical,
ausencia de Kernig, Brudzinsky y de déficit motor
o sensitivo.

Se sospechd, con lo referido y lo observado
en su examen fisico, sindrome cavernoso
izquierdo de origen infeccioso. Fue menester
descartar trombosis venosa o absceso retro-
orbitario y sindrome meningeo, posiblemente
por contigliidad. Continud cubrimiento antibiético
con Vancomicina y Ceftriaxona, previa toma
de hemocultivos y se solicitd, con caracter de
urgencia, tomografia computarizada simple y
contrastada de craneo y 6rbitas, difiriendo la
realizacion de puncion lumbar hasta evaluar la
neuroimagen.

La Tomografia Computarizada (TC) simple
y contrastada de craneo reporté ausencia de
coleccion intra o extra-axial, prominencia de las
estructuras vasculares en el seno cavernoso
en el lado derecho comparativamente con el
izquierdo; sin embargo, no se identifico imagen
de defecto que sugiriera el diagnéstico de
trombosis. En la evaluacion de las orbitas,
globos oculares, nervios 6pticos, musculos
extra-oculares y densidad de la grasa, intra y
extraconal, no hubo evidencia de fenémeno
inflamatorio-infeccioso, tampoco de compromiso
tumoral. Ante los hallazgos tomograficos se
solicitd resonancia magnética para definir la
presencia de trombosis.

Los exdmenes de laboratorio y su evolucion
en el tiempo se presentan en la Tabla 1.

En su segundo dia de hospitalizacién exhibia
prolongacién no farmacolégica del Tiempo
de Protrombina (TP) y ante la sospecha de
fendmeno trombodtico (trombosis del seno
cavernosos izquierdo) se consideré mayor
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Tabla 1. Evolucion de los examenes de laboratorio

REPORTE DE CASO

Dia 1 3 5 18 28 31 40

Creatinina 1.1 1 0.9 14

PCR 30.8 8.22 0.22
TP 22,5 11.6

INR 2.14 1.04

TTP 32.7

Hemoglobina 16.2 14 13.3 13.3 14 14 15.2
Plaguetas X 10°L 151 187 255 556 220 280 319
Leucocitos X 10°L 27.5 18.8 12.2 6.7 21 3.4 7.6

Neutréfilos % 91 86 74 49 11 48 54

Linfocitos % 3 12 24 39 48 31 36

Hemocultivos Negativos Negativos

el riesgo de ser trasfundido para correccion
de tiempos de coagulacion que el beneficio
del resultado de un Liquido céfalorraquideo
(LCR), cuyos cultivos, probablemente por la
antibioticoterapia recibida, resultarian negativos.
Se decidié no realizar punciéon lumbar. Una vez
corregida, espontaneamente, la coagulopatia,
se inicio, por la sospecha de trombosis de seno
cavernoso, heparina de bajo peso molecular a
dosis de anticoagulacion.

En su sexto dia hospitalario presenta deterioro
clinico expresado como la presencia de fiebre
(38.7°C), escalofrio, diaforesis, con aparicién
de un punto marcadamente doloroso en
regién retroauricular y mastoidea izquierda, sin
hallazgos relevantes en la otoscopia. Por ello, se
solicité valoracion por el grupo de Infectologia,
que encuentra en el paciente edema leve
periorbitario, gran quemosis y proptosis ocular
izquierda, limitacion para la apertura completa
de la cavidad oral sin focos sépticos faringeos,
dolor a la palpacién en regién muscular cervical
izquierda por debajo de la punta de la mastoides
y presencia de frote pericardico, con dolor
pleuritico en hemitérax derecho. Se consideré
el cuadro compatible con estafilococcemia,
con alta sospecha de compromiso de seno
cavernoso izquierdo y grupo muscular en region
cervical izquierda, sin descartar compromiso
pericardico y pulmonar. Por la baja probabilidad
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de microorganismos Gram negativos, se sugirié
suspender Ceftriaxona e iniciar Oxacilina y se
complementaron estudios con ecocardiografia
transesofagica, tomografia contrastada de cuello
y radiografia de térax de control (la del ingreso
no presentaba hallazgos patolégicos).

LaTC contrastada de cuello report6: aumentoen
el espesor de los musculos pterigoideos del lado
izquierdo explicado por miositis y engrosamiento
de los tejidos blandos parafaringeos ipsilaterales,
en el musculo medial, area hipodensa de 7
milimetros que hacia pensar en formacion
inicial de absceso. Adicionalmente, trombosis
de la vena yugular izquierda y en lo evaluable
de los apices pulmonares imagenes nodulares
periféricas que se correlacionaban, en primer
lugar, con émbolos sépticos.

La radiografia de térax de control presentaba
signos de émbolos sépticos en la periferia de
ambos campos pulmonares.

La ecocardiografia mostré leve aumento
en la refringencia del pericardio con derrame
pericardico menor a 50 ml sin repercusion
hemodinamica que sugiri6 reaccién pericardica
inflamatoria, sin hallazgos de endocarditis.

Al séptimo dia hospitalario se obtiene informe
de resonancia magnética cerebral, que fue
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compatible con trombosis venosa aguda de la
vena yugular interna y del seno cavernoso y
sigmoideo izquierdos (Figuras 1y 2). Es preciso
anotar que las imagenes del parénquima cerebral
no demostraron lesiones ni captacion anormal
después de la administracion del contraste y
en las secuencias angiograficas arteriales se
descarté la presencia de aneurisma.

Con lo anterior, se planted un diagndstico
de probable estafilococcemia secundaria a
furdnculos frontales con siembras en:

Figura 1. Resonancia magnética cerebral. Ausencia de flujo en
las secuencias de venorresonancia, no se identifican ni el seno

- Espacio parafaringeo izquierdo y fosa
pterigoidea

- Trombosis séptica de vena yugular interna

- Trombosis séptica de seno cavernoso y
sigmoideo izquierdos

- Pericarditis y embolismo pulmonar sépticos.

Estos elementos configuran una variante de
Sindrome de Lemierre: presencia de compromiso
de espacio parafaringeo, con trombosis venosa
aguda séptica de la vena yugular interna izquierda
y metastasis infecciosa a seno cavernoso y
sigmiodeo izquierdos, pulmon
y pericardio. Sin aislamiento
microbioloégico.

Por no obtener aislamiento
microbiologico, probablemente
por antibioticoterapia recibida,
se hizo dificil tomar decisiones
sobre el retiro de la Vancomicina,
y se optd, entonces, por continuar
manejo con ambos antibioticos:
Oxacilina y Vancomicina, que
fueron administrados por via
endovenosa hasta completar
seis semanas de tratamiento.

sigmoideo ni la vena yugular interna izquierdos, lo que sugiere la

presencia de trombosis venosa aguda.

Figura 2. Resonancia magnética cerebral. a. Imagen en T1 coronal
contrastado, en la que se demuestra engrosamiento y captacion en
el seno cavernoso izquierdo, que sugiere trombosis. b. Exoftalmos
izquierdo con hiperintensidad y realce en la grasa intraconal por
cambios inflamatorios secundarios a proceso infeccioso. Sinusitis
esfenoidal.
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La evolucion del paciente fue
satisfactoria y la ecocardiografia
trastoracica de control realizada
alas cinco semanas del inicio del
tratamiento, carecia del compro-
miso pericardico conocido en la
primera ecocardiografia.

DISCUSION

El Sindrome de Lemierre,
también conocido como
septicemia postanginal o post
amigdalina, se caracteriza por
una inflamacién agresiva del
espacio parafaringeo lateral,
la aparicién de tromboflebitis
de la vena yugular interna y el
desarrollo de émbolos sépticos
a distancia®.
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En la era preantibiética fue una entidad
relativamente comun y con una mortalidad alta,
pero tras la introduccion de los antimicrobianos y
su amplio uso para el tratamiento de infecciones
faringeas disminuyé sustancialmente su incidencia
y mortalidad, favoreciendo su olvido por parte del
clinico como causa de sépsis en jovenes 56,

No obstante, desde la década de los ochenta,
parece detectarse un incremento moderado en su
incidencia relacionada con la restriccion en el uso
de antimicrobianos en las infecciones faringeas,
la aparicion de cepas de F. necrophorum
productores de betalactamasa y la tendencia
creciente a prescribir macrolidos que carecen de
accion anaerobicida en el tratamiento de estas
infecciones .

Aunque los primeros reportes datan de 1900
y 1918 por Courmant Cade y Schottmuller,
respectivamente, el Sindrome debe su nombre al
microbidlogo parisino Dr. Andre Lemierre, quien, en
1936 en Lancet, realizé una detallada descripcion
de la entidad en 20 adolescentes y jévenes
previamente sanos, que tres a siete dias después
de una infeccién faringoamigdalina presentaban un
cuadro de septicemia grave, generalmente mortal,
acompafada de focos sépticos metastasicos.
En todos sus casos, comprobd que existia una
tromboflebitis de la vena yugular interna y se
aislaba repetidamente en sangre un germen
anaerobio denominado F. necrophorum %51,

Se ha considerado “Sindrome de Lemierre
clasico” a aquel que reune los cuatro criterios
diagnésticos propuestos en 1989 por Sinave
et al a saber: infeccién primaria en orofaringe,
septicemia documentada por al menos un cultivo
positivo, evidencia clinica o radiolégica de
trombosis de la vena yugular interna y al menos
un foco metastatico. Aquellos casos que no
cumplen los cuatro criterios mencionados, pero
presentan por lo menos dos de ellos, incluyendo
la trombosis de la vena yugular interna, han sido
denominados variantes del Sindrome # 1214,

Aunque las amigdalas palatinas y el tejido

peritonsilar son el sitio de infeccion primaria en
la mayoria de los pacientes (87.1%), se han

MEDICINA UPB 29(1): 71-77
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reportado casos secundarios a infecciones
dentarias, mastoiditis, parotiditis, sinusitis, otitis
y de piel y tejido celular subcutaneo de cabeza
y cuello 215,

F. necrophorum se aisla como agente
responsable en el 81.7% de los casos, pero
otros microorganismos como diferentes tipos
de Bacteroides (asaccharolyticus, fragilis,
gracilis, melaninogenicus, distasonis, uniformis),
Peptostreptococcus, Streptococcus del grupo B
y C, Staphylococcus epidermidis, Enterococcus
spp, Proteus mirabilis, Eubacterium spp,
Eikenella corrodens, y Candida spp, también han
sido reportados como agentes Unicos (5.5%) o en
combinacién con Fusobacterium necrophorum
(10.1%). En el 12.8% de los casos, los cultivos
fueron negativos. Staphylococcus aureus ha sido
implicado como agente etiol6gico en pocos de
los casos reportados en la literatura? 1517,

Se desconocen los factores que hacen que
el microorganismo responsable aumente su
invasividad y penetre en el espacio parafaringeo,
pero, por alcanzar dicho espacio, produce
intensa inflamacién e invade los linfaticos de la
zona que estan en intimo contacto con la pared
de las venas peritonsilares y la vena yugular
interna. Una vez comprometida la vena yugular
interna se produce una tromboflebitis séptica que
puede derivar en bacteriemia con diseminacion
hematdgena a otros sitios 38 8,

Los émbolos sépticos con mas frecuencia van,
en orden decreciente, a: pulmoén y pleura (78.9%),
articulaciones mayores (16.5%), musculo, higado,
bazo y sistema nervioso central 28 ¢,

El compromiso de los senos venosos
intracerebrales se presenta por diseminacién
o extensién retrégrada del proceso infeccioso
intrayugular. No es posible determinar la
incidencia de esta complicacion entre los
pacientes con Sindrome de Lemierre porque son
pocos los reportes de casos relacionados; sin
embargo, de dichos reportes se puede concluir
que el seno cavernoso es el mas frecuentemente
comprometido. Generalmente, se logra aislar al F.
necrophorum como microorganismo responsable
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y no hay variacion en las manifestaciones clinicas
conocidas para el compromiso de los diferentes
senos en el marco de otras entidades 2022,

Existen complicaciones locales del Sindrome de
Lemierre, como ruptura de la carétida, Sindrome
de Horner, paralisis del musculo trapecio y
disfagia, explicadas porque en el compartimiento
posterior del espacio parafaringeo acompafiando
a la vena yugular interna, trascurren la arteria
carétida, el nervio vago, los pares craneales X
y Xll'y el tronco simpatico cervical 22324,

El unico tratamiento reconocido en la era
preatibidtica era ligar la vena yugular interna
comprometida intentando prevenir la diseminacion
séptica. Hoy en dia, los pilares del manejo son
la antibioticoterapia y el drenaje/desbridamiento
quirdrgico de los focos metastaticos que lo
requieran (artritis purulenta, empiema, etc.).

Los antibioticos deben ser administrados por
periodos prolongados de tiempo, generalmente
cuatro a seis semanas, para garantizar la efectiva
erradicacion del proceso infeccioso endovascular.
La eleccién del antimicrobiano, idealmente, debe
ser dirigida por la identificacion microbiolégica
y perfil de sensibilidad; sin embargo, dada la
letalidad potencial de la entidad, no es prudente
esperar el reporte de los cultivos y se debe dar
inicio al cubrimiento con antibiéticos de forma
empirica, de acuerdo con el microorganismo
sospechado. En el contexto de una infeccion
orofaringea como sitio primario, F. necrophorum
y otro tipo de anaerobios deben ser cubiertos,
pese a que el primero es clasicamente sensible
a penicilina G, asi como a otros antibioticos con
actividad anaerobicida (Metronidazol, Clindamicina,
Imipenem o Cefoxitina), ante la deteccién, desde
los afios 80 de algunas cepas productoras de
betalactamasa, es prudente usar antimicrobianos
resistentes a las mismas antes de conocer los
resultados del cultivo y antibiograma? 5 6102526,

En el caso presentado, el sitio de infeccion
primaria correspondia a piel y tejidos blandos, lo
que hace suponer como patdgeno responsable al
S. aureus. Por ello, los antimicrobianos elegidos
estaban dirigidos a su cubrimiento.
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Enlos casos excepcionales de sepsis refractaria
a la antibioticoterapia, con aparicion de nuevos
émbolos sépticos, se ha propuesto ligadura de
la vena yugular interna comprometida 2 .

Es controvertido el uso de terapia
anticoagulante. Algunos autores argumentan
que con dicha terapia existe el riesgo, al
menos teodrico, de facilitar la diseminacion de la
infeccion. Por otro lado, hay quien defiende su
uso basado en los buenos resultados obtenidos
en pacientes con tromboflebitis pélvica séptica.
Por el momento hay consenso en la literatura
en dar inicio a la anticoagulaciéon si persiste
la fiebre o aparecen nuevos émbolos sépticos
pasadas 72 horas de tratamiento antibiético, o
si se presenta concomitantemente una entidad
que la requiera, como la Trombosis de senos
venosos cerebrales 314 27-2°

Afortunadamente, en la gran mayoria de los
casos, se observa una excelente respuesta
clinica con el tratamiento antibiético en esta
enfermedad “olvidada”.

CONCLUSION

El sindrome de Lemierre es una complicaciéon
grave, de procesos infecciosos de cabeza y
cuello, principalmente orofaringeos. Si bien,
en el 80% de los pacientes se identifica al F.
necrophorum como agente responsable, también
se ha implicado a otros microorganismos y, en
algunos casos, los cultivos pueden resultar
negativos.

Su baja frecuencia en la era antibi6tica ha
favorecido su olvido por parte del clinico,
generando retraso en el diagnéstico y en la
instauracion del tratamiento oportuno para esta
entidad potencialmente fatal.
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