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RELATO DE CASO

OSTEOMIELITE CRONICA MULTIFOCAL RECORRENTE: RELATO DE
CASO DE DOENCA RARA

CHRONIC RECURRENT MULTIFOCAL OSTEOMYELITIS: RARE
DISEASE CASE REPORT

Victor Vidal de Oliveiral, Yasmin Christine Galhardo de Carvalho?!, Giuliane
Sayuri Araujo Toome!?, Rafaella Sousa Araujo?, Danilo Garcia Ruiz?.

RESUMO

Introdugdo: A Osteomielite cronica multifocal recorrente (OCMR) é uma doenga
autoinflamatdria que se caracteriza por ativagdo da imunidade inata. Acomete
principalmente a metafise de ossos longos em criangas, adolescentes e jovens,
majoritariamente do sexo feminino. Exames radiolégicos s3o essenciais para
exclusdo de diagndsticos diferenciais. Desenvolvimento: Este artigo descreve caso
de paciente adolescente, masculino, com quadro de artralgia de joelho direito e
histéria familiar de primeiro grau com psoriase, o que despertara a hipdtese de
espondiloartrite periférica. No entanto, os achados da ressonancia magnética,
bidpsia dssea e as informacgdes clinicas caracterizaram OCMR. O paciente teve boa
resposta ao metotrexato. Consideragdes finais: Logo, torna-se importante destacar
a importancia da OCMR no diagnéstico diferencial de artropatias cronicas da
infancia e adolescéncia.

Palavras Chave: Osteomielite cronica multifocal recorrente; OCMR; imunidade
inata; adolescente.

ABSTRACT

Introduction: Chronic recurrent multifocal osteomyelitis (CRMO) is an
autoinflammatory disease characterized by the activation of the innate immunity.
It mainly affects the metaphysis of long bones in children, adolescents and young
people, mostly female. Radiological examinations are essential for the exclusion of
differential diagnosis. Development: This article describes a case of an adolescent
male patient with arthralgia of the right knee and a first-degree family member with
psoriasis, which awakened the hypothesis of peripheral spondyloarthritis. However,
findings from magnetic resonance imaging, bone biopsy and clinical information
characterized CRMO. The patient had a good response to methotrexate. Final
considerations: Therefore, it is important to highlight the importance of CRMO in
the differential diagnosis of chronic arthropathies in childhood and adolescence.
Key words: Chronic recurrent multifocal osteomyelitis; CRMO; innate immunity;
adolescent.
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A Osteomielite cronica multifocal recorrente (OCMR) é uma
doenga autoinflamatéria de baixa incidéncia'. Disturbios
autoinflamatérios sdo caracterizados pela ativacdo da
imunidade inata na auséncia de altos niveis de anticorpos e, ao
menos inicialmente, o ndao envolvimento de linfécitos nao
reativos?.

A doenca afeta criangas, adolescentes e jovens adultos®. Com
proporc¢do de 4:1, favorece o sexo feminino. Considerada uma
doenga rara, apresenta prevaléncia de 1-2 casos por
1.000.000%.

O diagnéstico diferencial consiste em Osteomielite infecciosa,
lesdo déssea maligna (osteossarcoma, linfoma ndo-Hodgkin),
benigna (osteoma ostedide), Histiocitose de células de
langerhans e artropatias cronicas da infancia e adolescéncia.
Trata-se de diagndstico de exclus3o®.

Costuma afetar a metafise de ossos longos, embora as lesdes
possam acometer qualquer regido Ossea. Outros o6rgaos
também podem ser afetados, como a pele, pulmdes e o trato
gastrintestinal>. Em torno de 8% dos pacientes podem
apresentar pustulose palmoplantar e psoriase. Sua evolugdo é
insidiosa e sua duragdo variavel, com quadro de dor, limitagdo
da mobilidade, possibilidade de sinais inflamatérios locais e, em
menor frequéncia, sintomas gerais, como febre, astenia e perda
de peso’.

Exames radioldgicos sdo essenciais para excluir diagndsticos
diferenciais. As lesGes dsseas sdo radiollucidas, osteoliticas ou
escleréticas, mas podem permanecer normais nos estagios
iniciais. Na fase inicial, a ressondncia magnética possui alta
sensibilidade, sendo capaz de identificar lesGes silenciosas.
Quando n3o esclarecido, realiza-se bidpsia dssea?.

O tratamento de primeira linha consiste no uso de Anti-
inflamatdrios Ndo Esteroidais (AINE’s)®. Outras alternativas sdo
o uso de corticosteroides, metotrexato, bifosfonatos e
inibidores de fator de necrose tumoral (TNF)-a’.

Descreve-se caso raro de OCMR em adolescente masculino e
destaca-se sua importancia no diagnodstico diferencial de
artropatias crénicas da infancia e adolescéncia.

DESCRIGAO DO CASO

Adolescente masculino de 13 anos com quadro de
artralgia cronica de joelho direito que evoluiu para artrite de
punho esquerdo e de tornozelos. Sem outras queixas ou
doengas cronicas. Gestacdo, parto e desenvolvimento
neuroldgico normais. Pai tem psoriase e avO paterno gota.
Exame fisico normal para os principais 6rgdos e aparelhos, bom
estado geral, apenas revelava limitagdo da extensdo dos
punhos, dor e edema de tornozelos. Apresentava seis énteses
dolorosas.

Tinha marcadores inflamatérios elevados (VHS e PCR), mas
HLA-B27 negativo. Foram investigadas e descartadas doencas
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infecciosas cronicas, autoimunes, miopaticas e metabdlicas. As
ressonancias de punhos e tornozelos evidenciaram erosdes
corticais com intenso edema dsseo distais em radio e tibia
bilaterais comprovando osteomielite. A bidpsia dssea de punho
esquerdo demonstrou processo inflamatério em atividade sem
infeccdo. Foram consideradas as hipdteses de artrite idiopatica
juvenil e de artrite psoridsica, mas as informacgGes clinicas,
radioldgicas e histopatoldgicas somadas a auséncia de sinais
clinicos de infeccdo concluem pelo diagndstico raro de
osteomielite cronica multifocal e recorrente. Houve resposta
parcial aos anti-inflamatérios e boa resposta ao uso de
metotrexato 10mg/semana.

Figura 1. Edema medular ésseo com erosdes corticais da placa
epifisaria distal da tibia esquerda e sinais de periostite.

Figura 2. Erosdes corticais com intenso edema da medular
Ossea nas placas epifisarias distais do radio e ulna (punho
direito).

DISCUSSAO

A OCMR ¢é uma entidade que costuma afetar
individuos jovens, assim como o paciente relatado. Seu
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diagnédstico é feito a partir da exclusdo de outros, dentre os
quais neoplasias e infec¢des'. Tais diferenciais foram, neste
caso, descartados a partir de correlagdes como bidpsia de
punho que ndo revelou agentes infecciosos ou células
neopldsicas.

O quadro clinico é inespecifico, no entanto costuma
afetar ossos longos e tubulares, sobretudo de membros
inferiores, caracteristica essa presente no caso estudado, no
qual a ressonancia demonstrou o acometimento erosivo do
radio e da tibia, bem como de outras regides como o punho, o
que também ilustra a multifocalidade da doenga®.

Analisando sob o ponto de vista dos critérios
diagndsticos propostos por Jansson® para osteite n3o
bacteriana, nosso paciente apresentava a prova radioldgica
alterada, o aspecto multifocal, bem como a bidpsia estéril com
sinais inflamatdrios, além de critérios menores como historia
familiar de disturbios autoimunes. Considerando a necessidade
de ao menos dois critérios maiores para o diagndstico, o caso
em questdo se encaixaria no cenario.

Os achados dos exames de imagem do paciente
incluiram erosdes corticais com intenso edema dsseo, o que
também condiz com o exposto em pesquisas como a de von
Kalle®. E importante lembrar, todavia, que a alteracdo em
exames de imagem, apesar de ser um dos critérios maiores
propostos para o diagndstico da patologia, podem ndo estar
presentes, sobretudo em fases iniciais. Podem, ainda, estar
presentes e serem assintomaticas.

Em relagdo a terapéutica empregada, anti-
inflamatdrios ndo esteroidais (AINE) permanecem sendo a
primeira linha de tratamento. Outras opgGes descritas incluem
corticodides, sulfassalazina e citocinas moduladoras®. O
paciente em questdo apresentou melhora parcial com o uso de
AINEs, porém boa resposta ao metotrexato.

E importante ressaltar o achado frequente de
condicGes inflamatdrias cronicas e autoimunes em familiares
dos pacientes com CRMO, o que vem ao encontro da hipdtese
de bases genéticas para seu desenvolvimento®. Até o
momento, no entanto, nenhum marcador especifico foi
encontrado.

CONCLUSAO

Embora seja uma doencga rara, dada sua baixa incidéncia,
apresenta quadro importante, com acometimento ésseo e,
possivelmente, de outros drgdos. Portanto, destaca-se a
importancia da OCMR no diagnéstico diferencial de artropatias
cronicas da infancia e adolescéncia.
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