Cartas al Editor

A la edad de 2 meses y medio consulté por febricula y sintomas
catarrales. No existian antecedentes personales ni familiares de dia-
rrea. La exploracion fisica era normal. Se recogieron tres cultivos de
orina (dos con bolsa y uno por puncién vesical). En los tres crecie-
ron mas de 100.000 UFC/ml de S. sonnei. Se realizaron tres copro-
cultivos, todos negativos. Las colonias aisladas en la muestras de ori-
na se identificaron metabolicamente mediante técnica estindar? por
medio de paneles “Combo urine 6 I Dade-Berhing”, obteniéndose el
biotipo 7300101-0 con un 99,9 % de la identificacion correspondien-
te a S. sonnei. La paciente recibi6 tratamiento con cefuroxima, ne-
gativizandose los cultivos. Finalizado el tratamiento se inici6 profi-
laxis de ITU. En los seis meses siguientes no ha presentado nuevas
infecciones. El estudio posterior de la enferma no ha podido com-
pletarse por problemas en el seguimiento.

La shigellosis es una infeccion primaria del tracto gastrointes-
tinal, autolimitada y habitualmente sin secuelas importantes?. La
ITU es rara, sobre todo en varones!*> siendo el microorganismo
responsable en la mayoria de los casos S. flexneri.

Otras manifestaciones extraintestinales de la shigellosis son la
bacteriemia y la vaginitis. La bacteriemia es rara, pero estd bien
documentada: la especie mas frecuente es S. dysenteriae, segui-
da de S. flexneri'y S. sonnei®. En un estudio realizado por Scragg
et al” en ninos con infecciones gastrointestinales por Shigella,
11 enfermos de 948 se complicaron con septicemia; nueve esta-
ban malnutridos, y los dos restantes presentaban otras infeccio-
nes concomitantes. La mortalidad se aproximé al 50 %. En los
paises con mayor grado de desarrollo, la septicemia por Shige-
Ila se presenta fundamentalmente en pacientes que padecen al-
guna enfermedad que compromete el sistema inmunitario, o
que son mayores de 65 anos®?. No siempre existe diarrea, y el
coprocultivo suele ser negativo®.

En lo que respecta a la vaginitis, Shigella debe ser tenida en
cuenta, pues aunque hay muy pocos casos descritos, para algu-
nos autores!? puede ser responsable de hasta el 2-4% de los ca-
sos pedidtricos. S. flexneri es la especie mis frecuente. General-
mente no existen antecedentes de diarrea ni coprocultivos
positivos, desconociéndose la via de infeccion!?.

Papasian et al* revisaron todos los casos publicados de ITU por
Shigella. Encontraron 40 casos (65 % mujeres); 19 eran menores
de 12 anos (100 % mujeres). S6lo habia descritas siete ITU por
S. sonnei, tres de ellas en ninas. Cuatro cursaron sin sintomas. Este
dato puede llevar a pensar que la verdadera incidencia de esta in-
feccion es mayor a la descrita, al haber casos que pueden pasar
desapercibidos y solo ser diagnosticados de manera casual.

La via por la que el microorganismo accede al tracto urinario
no es bien conocida. Lo mas probable es que lo haga por via as-
cendente retrograda, sobre todo en mujeres!. En varones la via
podria ser hemat6genad. Para algunos autores? la diarrea o el es-
tado de portador crénico facilitarfa la colonizacion del tracto uri-
nario. Sin embargo, Narchi y Beattie> s6lo encontraron 14 co-
procultivos positivos en los 29 pacientes del total descrito en
los que se realiz6 esta prueba’®. La bacteriemia es rara, aunque
podria explicar algunas infecciones, sobre todo en recién naci-
dos, pacientes malnutridos’ e inmunodeprimidos®. Se descono-
ce si existen otros factores, locales o sistémicos, que puedan fa-
cilitar el acceso al microorganismo. Nuestra paciente presentaba
enfermedad renal previa (displasia quistica), al igual que la pre-
sentada por Narchi y Beattie® (nefropatia de reflujo). Esta rela-
cién no estd presente en los demds casos. Tampoco existe rela-
cion entre la patologia de ambas enfermas.
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En nuestra paciente y en los casos descritos hasta la fecha que
hemos podido analizar3-, la repercusion clinica de la infec-
cién es escasa, pues cursa de manera paucisintomatica. Tampo-
co existen datos a favor de que la presencia de Shigella en el
tracto urinario se deba a simple colonizacion®, por lo que siem-
pre debe emplearse tratamiento antibidtico para erradicar al mi-
Croorganismo.

F. Anaya Barea?, M?J. Pérez Rodriguez?,

P. Giralt Muifia® y M*D. Romero AguileraP
Servicios de #Pediatria y PMicrobiologia.
Complejo Hospitalario de Ciudad Real. Espana.

Correspondencia: Dr. M?]. Pérez Rodriguez.
Delicias, 28, portal F, 2° D. 28045 Madrid. Espana.
Correo electronico: Mariaj.p@teleline.es

BIBLIOGRAFIA

1. Jao RL, Jackson GG. Asymptomatic urinary tract infection with
Shigella sonnei in a chronic fecal carrier. N Engl J Med
268:1165-8.

2. Dupont H. Shigella species (Bacillary dysentery). En: Mandell
GT, Bennet JE, Dolin R, editors. Principles and practice of
Infectious Diseases. 4th ed. New York: Churchill Livinsgtone,

1995; p. 2033-9.

3. Ekwall E, Ljungh A, Selander B. Asymptomatic urinary tract
infection caused by Shigella sonnei. Scand J Infect Dis 1984;16:
121-2.

4. Papasian CJ, Enna-Kifer S, Garrison B. Symptomatic Shigella
sonnei urinary tract infection. J Clin Microbiol 1995;33:2222-3.

5. Narchi H, Beattie TJ. Asymptomatic bacteriuria with Shigella
sonnei. Pediatr Nephrol 1987;1:306-7.

6. Faucon R, Ducloux M. Septicemies a Shigella. Med Trop 1964;
24:537.

7. Scragg JN, Rubiddge CJ, Appelbaum PC. Shigella infection in
African and Indian children with special reference to Shigella
septicemia. ] Pediatr 1978;93:796-7.

8. Huebner J, Czerwenka W, Gruner E, Von Graevenitz A. Shige-
llemia in AIDS patients: Case report and review of the litera-
ture. Infection 1993;21:122-4.

9. Morduchowicz G, Huminer D, Siegman-Igra Y, Drucker M,
Block C, Pitlik SD. Shigella bacteremia in adults: A report of five
cases and review of the literature. Arch Intern Med 1987;147:
2034-7.

10. Murphy TV, Nelson JD. Shigella vaginitis: Report of 38 patients
and review of the literature. Pediatrics 1979;63:511-6.

Papulosis linfomatoide

Sr. Editor:

La descripcion clinica de papulosis linfomatoide fue realizada
por vez primera en 1968 por Macaulay! en un adulto que pre-
sentaba lesiones cutdneas recurrentes semejantes a la pitiriasis li-
quenoide, pero que histologicamente se parecia a los linfomas
cutineos. Estas lesiones fueron descritas como papulas-nédulos,
que se presentaban en brotes con sintomatologia indolente,
aunque la histologia era de apariencia maligna con un infiltrado
de linfocitos atipicos de estirpe CD4+. Desde entonces se ha
encontrado sobre todo en adultos, siendo de presentacion infre-
cuente en ninos.
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TABLA 1. Clasificacion EORTC de los linfomas cutaneos
primarios

Indolente
Micosis fungoide
Micosis fungoide + mucinosis folicular
Reticulosis pagetoide
Linfoma de c€lulas grandes CD30+
Anaplasico
Inmunoblastico
Pleomérfico
Papulosis linfomatoide

Agresivo

Sindrome de Sezary

Linfoma de cé€lulas grandes CD30—
Inmunoblastico
Pleomérfico

Provisional
Granuloma cutdneo
Paniculitis subcutanea similar a linfoma T

EORTC: European Organization for Research and Treatment of Cancer.

Figura 1. Pdpulas eritematosas de distinto tamaiio en to-
raxy abdomen.

Actualmente esta enfermedad se incluye dentro de los linfo-
mas cutdneos de células T? segiin la clasificacion de la European
Organization for Research and Treatment of Cancer (EORTC)
(tabla 1), formando un grupo heterogéneo de neoplasias deriva-
das de los linfocitos T. El prondstico, aunque globalmente es
bueno, con remisiones espontineas, es incierto, ya que hay ca-
sos publicados que evolucionan a linfoma3.

Se presenta este caso clinico por la infrecuencia de linfomas
cutdneos en la infancia y, en especial, de papulosis linfomatoide.

Paciente de 2 anos y medio que desde los 7 meses presentaba le-
siones papulonodulares de tamano variable (0,5-5 cm), induradas,
con leve depresion en el centro, sin descamacion y de color rojo-vio-
liceo que se extendian por todo el cuerpo (fig. 1). A veces eran pru-
riginosas. Tras el brote agudo, evolucionaban dejando lesion residual
hiperpigmentada. No habia manifestaciones en otros 6rganos.

Inicialmente, con 7 meses, se catalogé como urticaria aguda reci-
biendo tratamiento con esteroides (1 mg/kg/dia) y antihistaminicos
por via oral con desaparicion de las lesiones en una semana pero de
manera transitoria. Tras haber presentado cinco brotes similares se-
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parados entre ellos unos 30 dias y con parecidos resultados con este
tratamiento, se decidi6 realizar una biopsia cutdnea que mostraba un
infiltrado dérmico perivascular, intersticial y perianexial de células
mononucleares de morfologia linfomonocitoide. La epidermis era
discretamente hiperqueratésica y con acantosis moderada. El estudio
inmunohistoquimico mostré positividad para CD45, con predomi-
nancia de linfocitos T CD3+, CD7+, asi como CD45RO y CD68 con
linfocitos CD30+, compatible con papulosis linfomatoide.

Asi mismo se realizaron los siguientes exdmenes complementa-
rios que fueron normales o negativos: hemograma, bioquimica renal
y hepatica, estudio inmunoldgico (IgA, 1gG, IgM, IgE, complemento,
anticuerpos antinucleares, subpoblaciones linfocitarias), enzimas
musculares, serologia citomegalovirus, virus de Epstein-Barr, toxo-
plasma, virus de la inmunodeficiencia humana y Mantoux. La enzi-
ma lacticodeshidrogenasa (LDH) estaba elevada: 982 U/L

La radiologia de térax y la ecografia abdominal fueron normales.

También se realizé un estudio citologico e inmunofenotipico de
médula 6sea (aspirado y biopsia) que no evidenci6 infiltracién lin-
fomatosa. El estudio citogenético fue normal.

Con este diagnostico, dado el cardcter indolente inicial de las le-
siones y la posibilidad de remisiones espontaneas, se decidi6 ini-
cialmente la abstencion terapéutica. Tras haber presentado peque-
fos brotes que remitian de forma espontinea, a partir de los
20 meses de vida padecio exacerbaciones cada vez mds frecuentes
(casi mensuales) y de mayor intensidad, subintrantes, con tenden-
cia a la generalizacion afectando palmas y plantas y con dolor en las
lesiones mas grandes. Estos brotes remitian transitoriamente con es-
teroides orales pero, dada la imposibilidad de mantener este trata-
miento de manera prolongada, se ensayo sin obtener mejoria ma-
crélidos (un mes) y PUVA-terapia (6 meses). Con estos malos
resultados se decidio reservar los esteroides orales para los brotes
mas intensos, e iniciar tratamiento de fondo con metotrexato a do-
sis de 20 mg/m?/semana. Actualmente, tras 15 meses de tratamien-
to con este farmaco, los brotes han sido menos frecuentes, con un
intervalo mas prolongado entre ellos, por lo que ha sido necesario
recurrir a los esteroides orales tan solo 2 veces en este periodo.

Los linfomas primarios cutdneos de linfocitos T representan
un grupo heterogéneo, en el que si se excluye la micosis fun-
goide, los sindromes linfoproliferativos cutineos CD30+ son el
grupo mas frecuente?. La papulosis linfomatoide comparte ca-
racteristicas clinicas e histologicas con este grupo, siendo a ve-
ces dificil la diferenciacién entre ambos; algunos autores incluso
la consideran una variedad clinica’.

El proceso afecta a adultos entre la tercera y cuarta década
de la vida y resulta excepcional en nifios. Aparecen lesiones for-
mando papulas eritematosas diseminadas que pueden evolu-
cionar formando tlceras y se resuelven de manera espontanea
dejando escara residual. Es importante la ausencia de linfade-
nopatias periféricas y organomegalias. Aparece en brotes de in-
tensidad variable de 2 a 8 semanas de duracién?4.

Histologicamente se caracteriza por un infiltrado en dermis
profunda perivascular e intersticial de una poblacién heterogé-
nea de linfocitos, histiocitos, eosinofilos y células linfoides ati-
picas de distinto tamano. Existen tres variantes?: tipo A, con cé-
lulas linfoides grandes CD30+ dispersas, parecidas a las células
de Reed-Sternberg, tipo B, con linfocitos mas pequenos similares
a los de la micosis fungoide, y tipo C con grandes acumulaciones
de células CD30+. Los linfocitos atipicos presentes son CD30+ y
el andlisis del receptor de células T (genes TCR) demuestra en
muchos casos clonalidad®.

El curso clinico suele ser benigno, con resolucion espontinea
de las lesiones tras varios brotes. El prondstico es bueno, aunque
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se describen casos que pueden evolucionar a neoplasias (enfer-
medad de Hodgkin, micosis fungoide y linfoma de células grandes
CD30+). Este riesgo es variable, situindose entre el 20 y el 80%/.

Existen pocos casos descritos en ninos. En 1995, Zirbel et
al® describi6 5 casos en ninos y tras un seguimiento comprendi-
do entre 6 meses y 9 anos, 3 nifos remitieron a los 2-3 afos y
ninguno presenté linfoma sistémico. Este mismo autor revisd
otros 17 casos en ninos y sélo dos han evolucionado a linfoma.
Persisten con lesiones recurrentes 8 de 17 y sélo tres han remi-
tido de forma espontinea.

Recientemente, el Dutch Cutaneous Lymphoma Group? hace
un seguimiento de 219 pacientes con linfomas cutdneos de los
cuales 118 corresponden a papulosis linfomatoide. Unicamente
incluyen a 12 pacientes (10%) con menos de 20 anos sin variar
la sintomatologia ni evolucién con respecto a los adultos. Nin-
guno de estos 12 pacientes tiene enfermedad extracutinea o ha
fallecido de linfoma tras una media de seguimiento de 54 meses.

Posteriormente, este mismo grupo describié 10 nuevos casos
en niflos y ninguno de ellos ha desarrollado enfermedad neo-
plasica®. Con estos datos pensamos que la evolucion maligna
es mis infrecuente en los nifos.

Las opciones de tratamiento varian desde la abstencion tera-
péutica hasta la quimioterapia agresiva. En ninos, no suele ser
necesario, salvo por razones estéticas o por existencia de brotes
extensos que produzcan molestias. Se han ensayado distintos
tratamientos: esteroides tépicos y sistémicos, antibiticos orales,
PUVA-terapia, interferon alfa, metotrexato semanal; pero ningu-
no de estos tratamientos ha logrado remisiones completas, tan
solo respuestas parciales y transitorias®.

Respecto al uso de metotrexato, no hemos encontrado publi-
caciones con respecto a su utilizacion en nifios. Solo en adultos,
Vonderheid et al'? informa de su experiencia durante 20 afos
en el tratamiento de 45 pacientes tratados con dosis entre
10-60 mg/semana, obteniendo respuesta en el 87 % de los pa-
cientes, pero al interrumpir el tratamiento tan sélo 10 pacientes
estan libres de enfermedad (media de seguimiento, 127 semanas).

Con los datos disponibles en la actualidad pensamos que el
tratamiento debe ser individualizado, valorando el riesgo-bene-
ficio, teniendo siempre presente la escasa influencia que tiene el
tratamiento en la evolucion final, aunque se logren remisiones
transitorias.
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Liposuccion como
tratamiento paliativo
en el lipoma gigante

Sr. Editor:

Los lipomas son tumores benignos del tejido adiposo maduro
que raramente regresan o se malignizan. En la infancia y en la
adolescencia, los tumores del tejido adiposo representan solo el
6% de los tumores de los tejidos blandos, siendo el 94% benignos
y el 6% malignos!. La localizacion mis frecuente en el nifo es el
tronco, aunque se han descrito en cualquier parte del cuerpo?.

La sintomatologia depende de los efectos de la compresion
mecanica sobre estructuras vecinas. Ademas, pueden producirse
problemas estéticos que alteren la calidad de vida del paciente.
Aproximadamente el 5% recidivan. El tratamiento es conserva-
dor, salvo si se produce una repercusion clinica que condicione
un cambio de actitud. El tratamiento quirdrgico cldsico consiste
en la extirpacion total. Otra técnica quirtrgica es la liposuccion,
que ha visto ampliadas sus indicaciones hacia usos no exclusi-
vamente estéticos. En estos casos, el tratamiento de los lipomas
constituye su aplicacion mas frecuente34,

Se presenta el caso de una nina de 10 anos diagnosticada a los
4 meses de vida de lipoma en la region cervicotordcica dorsal. Al ano
de edad se practicé extirpacion quirdrgica mediante incision trans-
versal semicircular, comprobandose que no presentaba capsula y que
penetraba en la pared toricica entre los misculos paravertebrales. En
controles sucesivos se observé una recidiva local con progresivo au-
mento de tamano de la masa acompanado de dolor de espalda y dis-
nea de esfuerzo. Radiolégicamente se demostré una rectificacion de
la cifosis tordcica con escoliosis D5-L2 de convexidad derecha. Las
pruebas funcionales respiratorias detectan en la espirometria un pa-
tron restrictivo de caricter leve. La resonancia magnética (RM) mos-
tr6 una lipomatosis difusa en pared toracica posterior con limites
mal definidos y en mediastino posterior con afectacion paravertebral
bilateral, con un tamafo craneocaudal miximo de 11 cm (fig. 1.
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