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Mucormicosis periostomal posoperatoria,

a proposito de un caso

Andrés Iglesias B.!, Ximena Meneses C.!, Ignacia Valdés R.! y Maria Elena Molina P.!

Mucormycosis periostomal. Case report

Introduction: Mucormycosis is a rare and opportunistic disease that mainly affects immunocompromised
patients. Few cases of peristomal involvement have been reported. Clinically it can be confused with other
pathologies and may have a fulminant evolution, so an adequate and prompt diagnosis is necessary for an
early establishment of treatment. Clinical Case: We present the case of a 62-year-old immunocompromi-
sed patient who, after surgical complications, evolves with periostomal mucormycosis of the abdominal
wall. Despite surgical treatment with multiple tissue resections, associated with local and systemic anti-
fungal agents, the patient died, consistent with the lethality expressed in the literature.
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Resumen

Introduccion: La mucormicosis en una enfermedad infrecuente y oportunista que afecta, principalmente,
a pacientes inmunocomprometidos. Pocas veces se han reportado casos de afectacion periostomal. Cli-
nicamente puede ser confundida con otras patologias, pudiendo tener una evolucién fulminante, por lo
que un adecuado y pronto diagndstico son necesarios para una instauracion precoz del tratamiento. Caso
Clinico: Se presenta el caso de una paciente de 62 afios inmunocomprometida, que tras complicaciones
quirargicas evoluciona con mucormicosis periostomal de la pared abdominal. A pesar de un tratamiento
quirtrgico con multiples resecciones de tejido asociado a antifuingico local y sistémico, la paciente fallece,
concordante a la letalidad expresada en la literatura.
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Introduccion

La mucormicosis es una enfermedad agresiva
que se caracteriza por la presencia de un hongo de
la familia de los mucorales que causa necrosis en
los tejidos infectados secundaria a invasion y embo-
lizacion de los vasos sanguineos. Los agentes mas
identificados son del género Rhizopus. También se
han documentado Lichtheimia, Mucor y Rhizomu-
cor'?. Cada uno de ellos con sus predilecciones por
organo afectado y distribucion geografica regional®.

Las manifestaciones clinicas mas frecuentes son
la rinocerebral, pulmonar, cutanea, gastrointestinal
y diseminado. Otras infrecuentes son endocarditis,
osteomielitis y renal'?

En cuanto a la mucormicosis cutianea, por lo
general existe el antecedente de trauma o cirugia®®
que permite una puerta de entrada, aunque también

se han descrito casos secundarios a mordeduras de
arafnas®, sitios de inyeccion de medicamentos’ e
incluso espontaneo®.

El objetivo es describir un caso de mucormicosis
de pared abdominal periostomal y su evolucion,
a modo de aportar al escaso conocimiento de esta
agresiva patologia, que dada su baja frecuencia es
principalmente informada como reporte de casos.

Caso Clinico

Mujer de 62 afios con antecedentes de artritis
reumatoidea, lupus eritematoso sistémico, hepatitis
autoinmune, sindrome antifosfolipido, insuficiencia
renal cronica e hipotiroidismo. Cinco meses previos,
se instala endoprotesis en ambas arterias iliacas por
estenosis critica. Usuaria de prednisona 20 mg dia
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por mas de 15 afios y clopidogrel 75mg dia entre
otros farmacos.

Consulta en servicio de urgencias por cuadro de
2 dias de evolucion de dolor abdominal en fosa ilia-
ca derecha asociado a sensacion febril. Al examen
fisico de ingreso hemodinamia estable, frecuencia
cardiaca de 96x’, afebril, llene capilar en 3 segun-
dos, abdomen globuloso, poco depresible, sensible
difuso, mayor en fosa iliaca derecha con signos de
irritacion peritoneal. Examenes de sangre destaca
elevacion de parametros inflamatorios (leucocitos
en 40.900 puL y PCR 362 mg/Lt) con alteracion de
la funcién renal (creatinina en 3,59 mg/dL) y to-
mografia de abdomen y pelvis (AP) que evidencia
acentuado neumoperitoneo e imagen compatible con
absceso pélvico de 5,7 x 5,3 cm, en contacto con
apéndice cecal. En pabellon se confirma absceso
tubo ovarico derecho roto e inflamacion apendicular
por contigiiidad, sin evidencia de perforacion de
viscera hueca a pesar de conversion a cirugia abierta
para mejor exploracion. Se realiza histerectomia
total y anexectomia bilateral, mas apendicectomia
de necesidad.

A los 6 dias evoluciona con elevacion de para-
metros inflamatorios y taquicardia, no destacando
mayor dolor abdominal al examen fisico. Nueva
tomografia muestra hallazgos compatibles con
perforacion de viscera hueca con acentuado neumo-
peritoneo que diseca a la pared abdominal anterior,
formacion de colecciones en la excavacion pelviana
y signos de peritonitis. La exploracion en pabellon
evidencia perforacion puntiforme de colon sigmoi-
des con peritonitis estercoracea y necrosis grasa con
fasceitis de tercio inferior de herida operatoria. Se
realiza operacion de Hartmann y aseo quirurgico de
herida operatoria. Al dia 13 de la segunda cirugia
presenta salida de heces por canal vaginal, por lo
que se re explora evidenciando dehiscencia de mu-
non apendicular y cupula vaginal. Se realiza cierre
primario del mufién apendicular con puntos de seda
3-0, decidiéndose dejar clpula vaginal abierta por
inflamacion local y dificil acceso. Se instala drenaje
en corredera parietocdlica derecha y pelvis, y dada
retraccion de pared abdominal que impide cierre, se
instala malla de vicryl y sistema de cierre asistido
por vacio.

En cultivo de liquido peritoneal se pesquisa Stha-
philococcus simulans y Staphylococcus epidirmidis,
este ultimo multirresistente, y desarrollo de candida
albicans. Se mantiene con tratamiento antibiotico
ajustado de amplio espectro (Vancomicina, Pipe-
raciclina y Tazobactam) asociado a Fluconazol
sistémico.

Posterior a la tltima cirugia, la paciente evolu-
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ciona transitoriamente de manera favorable, aunque
sin mostrar granulacion adecuada de herida opera-
toria. Sin embargo, a los 15 dias la piel periostomal
presenta signos de celulitis que no mejora con te-
rapia antibiotica y curaciones. De manera satelital,
presenta lesion ulcerada (Figura 1). Ante sospecha
de pioderma gangrenoso, se toma simultineamente
biopsia y cultivos de tejido, siendo positivo para
Rhizopus microsporus y, biopsia confirmatoria de
invasion por hifas calcoflior positivo. Se destaca
que la lesion periostomal en solo 3 dias progresa con
evidente necrosis (Figura 2).

Dado el diagnostico de mucormicosis, se inicia
tratamiento con Anfotericina B sistémica y se rea-
lizan multiples aseos quirirgicos® con reseccion
amplia del tejido necrotico asociado a Anfotericina
B local (Figura 3). A pesar de aseos, los focos de
necrosis reinciden, llamando la atencion que éstos
se hacen mas evidentes acentuando su color oscuro
al contacto con el farmaco (Figura 4). Destaca la
aparicion de sucesivas lesiones ulceradas en pared
abdominal de manera aislada, con tejido sano entre
ellas y la ausencia del mal olor caracteristico en las
fasceitis necrotizantes.

Durante su hospitalizacion requiere intubacion
luego de la primera cirugia, logrando weaning pre-
coz. Posteriormente solo intubaciones transitorias

Figura 1. Lesion ulcerada satelital periostomal de la que se
toman biopsia y cultivos.
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Figura 2. Progresion de lesién periostomal en solo 3 dias con
evidente necrosis.

posoperatorias. Sin embargo, presenta progresiva-
mente deterioro de otros sistemas, con bicitopenia
que requiri6 transfusiones de globulos rojos y
plaquetas, insuficiencia cardiaca (fraccion de eyec-
cion 40%), insuficiencia renal con apoyo dialitico y
alteraciones de microcirculacion con consecuente
isquemia de pulpejos.

Finalmente, la paciente evoluciona desfavorable-
mente con defecto progresivo de pared abdominal
asociado a inestabilidad hemodinamica y del medio
interno. Ante prondstico ominoso se discute caso
con paciente y familia optandose por manejo pro-
porcional y cuidados de fin de vida. Tras 57 dias
de hospitalizacion, paciente y familiares solicitan
alta domiciliaria quedando enroladas al equipo de
cuidados paliativos. A los 9 dias se constata su
fallecimiento.

Discusion

La mucormicosis fue descrita en 1885 por Paltauf
en un caso de micosis diseminada, denominandola
Mycosis Mucorina. Con el tiempo han aumentado
considerablemente el numero de reportes de casos
y series. Jeong et al, publica en 2019 una revision
sistematica capaz de reunir 851 pacientes en 600

Figura 3. Reseccion quirlrgica amplia de tejido necrético aso-
ciado a uso de Anfotericina B local.

Figura 4. Reincidencia de focos de necrosis a pesar de multiples
aseos quirdrgicos. Llama la atencién que éstos se hacen mas evi-
dentes acentuando su color oscuro al contacto con anfotericina
B local.

articulos?, evidenciando que la mayoria de la infor-
macion epidemiologica con que se cuenta proviene
de reporte de casos.

A pesar de no contar con su incidencia exacta por
la escasez de estudios poblacionales, se estima que
va en aumento. En Francia se reportan 0,7 casos por
millon de habitantes en 1997, aumentando a 1,2 por
millon en 2006; en Bélgica incrementa el reporte de
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0,019 a 0,148 casos por 10.000 pacientes-dia desde
el afio 2000 al 2009. Por otro lado, India muestra
prevalencias de hasta 80 veces mayor a los paises
desarrollados (0,14 por 1000 habitantes)'.

Destaca por ser una infeccion oportunista con di-
versas formas de presentacion. En su forma cutanea,
la mayoria pertenecen al género Rhizopus y puede
ser clasificada como primaria si es por inoculacion
directa, o secundaria si es diseminada desde otros
6rganos®!. La mayoria de las veces se localizada
al espesor total de la piel, pero en 24% ha mostra-
do extension a musculo, tendon o hueso y en 20%
a organos no contiguos a través de diseminacion
hematogena'!.

En Chile, 1a mayoria de los casos de mucormico-
sis publicados corresponden a su forma rinocerebral.
Tapia et al, en 2011 reporta 2 casos de su forma
cutanea, uno corresponde a un paciente con sindro-
me cardiopulmonar por hanta virus, que desarrolla
mucormicosis cutanea en ala nasal sin comprometer
tejidos profundos, pero que fallece a los dias del
diagnostico; y un segundo paciente, que presenta
mucormicosis en pierna izquierda tras caida, que
requiere de amputacion para lograr recuperacion'?.
Téger, reporta el caso de mucormicosis cutanea en
paciente de 4 aflos que durante tratamiento con qui-
mioterapia por leucemia linfoblastica aguda estirpe
B comun, desarrolla lesion en codo que evoluciona
satisfactoriamente tras multiples aseos quirurgicos
y antimicoticos sistémicos'. Hasta nuestro conoci-
miento, no existen casos de mucormicosis periosto-
males publicados en literatura nacional.

Si bien existen publicaciones de su ocurrencia en
pacientes inmunocompetentes®®, tal como en el caso
expuesto, lo habitual es que el paciente tenga ante-
cedente de inmunosupresion, ya sea por enfermedad,
uso prolongado de corticoides' o inmunosupresion
inducida en receptores de trasplantes de 6rganos*”,
siendo la diabetes mellitus y las neoplasias hema-
tologicas las condiciones asociadas mas frecuentes
(40% y 33% respectivamente)>.

Dada su clinica, se suele diagnosticar, inicial-
mente, como pioderma gangrenoso'* o una fasceitis
necrotizante®, pero puede diferenciarse de esta
ultima por la ausencia del intenso olor expelido®.
El diagnostico se confirma con cultivos o analisis
histologico con la presencia de hifas gruesas (5-20
pum), de paredes delgadas en forma de cinta, con
pocos o ningun septo y con ramificaciones en angulo
recto. A la microscopia directa con KOH, caracte-
risticamente, resaltan con calcoflior, facilitando
una identificacion mas rapida''s. Existen técnicas
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de deteccion moleculares promisorias en desarrollo'.

Se han descrito cuadros larvados', pero tam-
bién otros fulminantes®*, por lo que es de suma
importancia su diagnodstico expedito, pues la
instauracion pronta de un manejo quirurgico
agresivo con reseccion de los tejidos infectados!®
asociado a tratamiento antifungico sistémico, pue-
de marcar el prondstico de esta seria enfermedad.
Para esto ultimo, de eleccion es la Anfotericina
B3¢ con monitorizacion de funcion renal dada
su nefrotoxicidad. Su implementacion precoz ha
demostrado beneficios, reportandose mortalidad
duplicada a las 12 semanas si se inicia posterior
a los 6 dias del diagndstico!”. Alternativas a este
farmaco son Isavuconazol y Posaconazol, ya sea
de segunda linea, en asociacién a Anfotericina B
o como terapia de mantenimiento a respondedores
del primer medicamento®*!'¢. Anecdoticamente, se
reportd un caso larvado de mucormicosis perios-
tomal que, por complicaciones médicas y decision
de la paciente, no se realizo reseccion quirurgica
evolucionando favorablemente con Anfoterina B
e Itraconazol'.

Tal como se describid, la clinica inicial suele
ser confundida con otras entidades, por lo que es
necesario un alto indice de sospecha con un rapido
método diagnostico, que permitan la instauracion
de un tratamiento agresivo y asi intentar cambiar
su evolucion. A pesar de ello, tiene mal pronostico
con una letalidad reportada de 46%, llegando hasta
68% en caso de sus formas diseminadas?, proba-
blemente influenciado por un contexto de paciente
inmunocomprometido. Es de esperar que aparezcan
nuevas lineas de tratamiento que permitan mejores
resultados.

Responsabilidades éticas

Proteccion de personas y animales. Los autores
declaran que en este manuscrito no se han realizado
experimentos en seres humanos ni animales.

Confidencialidad de los datos. Los autores
declaran que en este articulo no aparecen datos de
pacientes.

Aprobado por Comité Etico Cientifico de Cien-
cias de la Salud UC (ID Protocolo: 210805003).

Financiacion: Ninguna.

Conflictos de interés: Ninguno.

CASOS CLiNICOS

413



CASOS CLiNICOS

Bibliografia

1.

Skiada A, Pavleas I, Drogari-Apiranthitou
M. Epidemiology and Diagnosis of
Mucormycosis: An Update. J Fungi
(Basel) 2020;6:265. doi: 10.3390/
jof6040265. PMID: 33147877; PMCID:
PMC7711598.

Jeong W, Keighley C, Wolfe R, Lee
WL, Slavin MA, Kong DCM, et al. The
epidemiology and clinical manifestations
of mucormycosis: a systematic review
and meta-analysis of case reports.

Clin Microbiol Infect. 2019;25:26-34.
doi: 10.1016/j.cmi.2018.07.011. Epub
2018 Jul 21. PMID: 30036666.

Nain PS, Matta H, Singh K, Chhina

D, Trehan M, Batta N. Post-operative
Abdominal Wall Mucormycosis-a Case
Series. Indian J Surg. 2015;77(Suppl 2):
253-6. doi: 10.1007/512262-012-0786-z.
Epub 2012 Dec 7. PMID: 26730004;
PMCID: PMC4692903.

Davuodi S, Manshadi SA, Salehi

MR, Yazdi F, Khazravi M, Fazli JT.
Fatal cutaneous mucormycosis after
kidney transplant. Exp Clin Transplant.
2015;13:82-5. doi: 10.6002/ect.2013.0216.
Epub 2014 Nov 5. PMID: 25376012.
Klimova K, Padilla Suarez C, Pelaez T,
Salcedo Plaza M. Mucormicosis cutanea
como complicacion poco frecuente

de trasplante hepatico [Cutaneous
mucormycosis as a rare complication of
a liver transplantation]. Enferm Infecc
Microbiol Clin. 2014;32:537-9. Spanish.
doi: 10.1016/j.eimc.2014.05.007. Epub
2014 Jul 28. PMID: 25081551.

Tapish S, Taha M, Naresh G, Neeraj D,
Malik Vinod K. Primary mucormycosis
of abdominal wall: A rare fungal
infection in a immunocompetent patient.

414

MUCORMICOSIS PERIOSTOMAL POSOPERATORIA, A PROPOSITO DE UN CASO - A. Iglesias B. et al.

12.

Indian J Surg. 2010;72(Suppl 1):306-8.
doi: 10.1007/312262-010-0080-x. Epub
2010 Oct 20. PMID: 23133279; PMCID:
PMC3451855.

Perz A, Makar G, Fernandez E, Weinstock
J, Rafferty W. Primary cutaneous
mucormycosis of the abdomen at the site
of repeated insulin injections. BMJ Case
Rep. 2020;13:¢233284. doi: 10.1136/ber-
2019-233284. PMID: 32047088; PMCID:
PMC7035857.

Kumar A, Khilnani GC, Aggarwal

S, Kumar S, Banerjee U, Xess 1.

Primary cutaneous mucormycosis in an
immunocompetent host: report of a case.
Surg Today 2003;33:319-22. doi: 10.1007/
$005950300073. PMID: 12707834.
Castrejon-Pérez AD, Welsh EC,

Miranda I, Ocampo-Candiani J, Welsh

O. Cutaneous mucormycosis. An Bras
Dermatol. 2017;92:304-11. doi: 10.1590/
abd1806-4841.20176614. PMID:
29186239; PMCID: PMC5514567.

. Bonifaz A, Tirado-Sanchez A, Hernandez-

Medel ML, Kassack JJ, Araiza J,
Gonzéalez GM. Mucormycosis with
cutaneous involvement. A retrospective
study of 115 cases at a tertiary care
hospital in Mexico. Australas J Dermatol.
2021;62:162-7. doi: 10.1111/ajd.13508.
Epub 2020 Nov 22. PMID: 33222179.
Roden MM, Zaoutis TE, Buchanan WL,
Knudsen TA, Sarkisova TA, Schaufele
RL, et al. Epidemiology and outcome of
zygomycosis: a review of 929 reported
cases. Clin Infect Dis. 2005;41:634-53.
doi: 10.1086/432579. Epub 2005 Jul 29.
PMID: 16080086.

Tapia EO, Chahin AC, Concha FC.
Mucormicosis cutanea primaria: a
proposito de dos casos. Revision

de la literatura [Primary cutaneous

13.

14.

15.

16.

mucormycosis: two case reports and
review of the literature]. Rev Chil
Infectol. 2011;28:269-73.

Tager FM, Zaror CL, Martinez DP.
Mucormicosis cutanea en un paciente
inmunocomprometido [Cutaneous
mucormycosis in an immunocompromised
patient]. Rev Chil Infectol. 2012;29:101-7.
doi: 10.4067/S0716-10182012000100017.
Hunter AJ, Bryant RE. Abdominal wall
mucormycosis successfully treated

with amphotericin and itraconazole. J
Infect. 2002;44:203-4. doi: 10.1053/
jinf.2002.0972. PMID: 12099754.

Ruiz Camps 1, Salavert Lleti M.

El tratamiento de la mucormicosis
(cigomicosis) en el siglo xxi [The
treatment of mucormycosis (zygomycosis)
in the 21st century]. Rev Iberoam Micol.
2018;35:217-21. Spanish. doi: 10.1016/j.
riam.2018.09.001. Epub 2018 Nov 22.
PMID: 30471896.

Cornely OA, Alastruey-Izquierdo A,
Arenz D, Chen SCA, Dannaoui E,
Hochhegger B, et al; Mucormycosis
ECMM MSG Global Guideline Writing
Group. Global guideline for the diagnosis
and management of mucormycosis: an
initiative of the European Confederation
of Medical Mycology in cooperation with
the Mycoses Study Group Education and
Research Consortium. Lancet Infect Dis.
2019;19:e405-e421. doi: 10.1016/S1473-
3099(19)30312-3. Epub 2019 Nov 5.
PMID: 31699664.

Chamilos G, Lewis RE, Kontoyiannis DP.
Delaying amphotericin B-based frontline
therapy significantly increases mortality
among patients with hematologic
malignancy who have zygomycosis.

Clin Infect Dis. 2008;47:503-9.

doi: 10.1086/590004. PMID: 18611163.

Rev. Cir. 2022;74(4):411-414



