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«Lágrimas dulces»:  meningitis
bacteriana por Streptococcus
salivarius secundario a
mucocele etmoidal

«Sweet tears»:  Streptococcus  salivarius
meningitis secondary to ethmoidal mucocele

Sr. Editor:

La  meningitis  bacteriana  presenta  una  elevada  morbimorta-
lidad.  Entre los  principales  patógenos  se encuentran:  Strep-

tococcus  pneumoniae,  Neisseria  meningitidis, Haemophilus

influenzae  en  la  población  general,  y  Streptococcus

agalactiae  y  Listeria  monocytogenes  en  neonatos  e  inmuno-
comprometidos,  respectivamente.  El tratamiento  empírico
recomendado  en la  meningitis  bacteriana  adquirida  en  la
comunidad  es el  uso combinado  de  cefalosporinas  junto
a  vancomicina,  pudiendo  asociar  otro  beta-lactámico1,2.
La  meningitis  bacteriana  por Streptococcus  salivarius  en
nuestro  medio  es poco  frecuente,  estando  relacionada  prin-
cipalmente  con  procedimientos  espinales3.

Presentamos  el  caso  de  una  mujer de 54  años,  sin  ante-
cedentes  médicos  ni quirúrgicos  relevantes  que  acudió  a
urgencias  por  cefalea  holocraneal  de inicio  brusco  de 6 h
de  evolución,  fiebre  de 38,5 ◦C, náuseas  y  vómitos.  Además,
refería  desde  hacía  4  meses  sensación  de «lágrimas  dulces»

con  relación  a  la  rinorrea  derecha,  que  se desencadenaba
por  la flexión  anterior  del  cuello,  tanto  en  sedestación
como  bipedestación,  hecho  atribuible  a  la  disminución  del
retorno  venoso  y al  aumento  momentaneo  de  la  presión
endocraneal.  Al examen  físico  presentaba  malestar  general,
tensión  arterial  158/89  mmHg,  frecuencia  cardiaca  106 lpm,
saturación  aire  ambiente  del  95%  y rítmica  con murmullo
vesicular  conservado.  Al examen  neurológico  se  hallaba  som-
nolienta  (escala  de  coma  de Glasgow  M6  V4  O3). Se  realizó
una  tomografía  computarizada  (TC)  craneal  con  resulta-
dos  dentro  de la normalidad.  La  punción  lumbar  mostró  un
líquido  purulento,  sin  poder  determinar  presión  de apertura,
con  los  siguientes  resultados:  5.360  �l  leucocitos  (normal:
<  5) con  74%  polimorfonucleares,  proteinorraquia  173 mg/dl
(normal:  <  30),  y glucorraquia  60  mg/dl (normal:  40-70)  con
glucosa  sérica  simultánea  de  154  mg/dl,  estableciéndose  el
diagnóstico  de meningitis  bacteriana.

Se inició tratamiento  intravenoso  empírico  con  ceftria-
xona  2  g c/12  h, vancomicina  1  g c/12  h, ampicilina  2 g  c/4 h
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Figura  1  Tomografía  computarizada  facial  donde  se  objetiva  ocupación  de  material  hipodenso  en  celdillas  etmoidales  anteriores
derechas y  defecto  de  lámina  cribosa  ipsilateral,  cortes  coronal  (A)  y  sagital  (B).  Resonancia  magnética  craneal  que  confirma  los
hallazgos previos,  y  descarta  la  presencia  de  mielomeningocele,  cortes  coronal  (C)  y  sagital  (D).

y  dexametasona  4  mg  en  dosis  única.  La  reacción  en cadena
de  polimerasa  (PCR)  16S  rRNA  en líquido  cefalorraquídeo
(LCR)  fue  negativa  para  S.  pneumoniae, L.  monocytogenes

y  N.  meningitidis, y  positiva  para  Streptococcus  salivarius,
sensible  a  cefalosporinas.  Cuarenta  y ocho  horas  después  los
hemocultivos  (1:3)  fueron  positivos  para  S. salivarius.

Los  resultados  del estudio  bioquímico  de  la rinorrea
acuosa  obtenida  fueron:  glucosa  51  mg/dl,  leucocitos  17 �l
y  proteínas  89  mg/dl.

Se  realizaron  estudios  de  TC  facial  (figs.  1A y B)  y
de  resonancia  magnética  (RM)  cerebral  (figs.  1C  y  D) que
evidenciaron  la presencia  de  un mucocele  en  celdillas  etmoi-
dales  derechas  de  2 cm en  su eje axial,  y un  defecto  de 4 mm
en  la  lámina  cribosa  ipsilateral  con  relación  a  la fístula  dural,
sin  signos  de  mielomeningocele  en  la RM.  La  paciente  conti-
nuó  tratamiento  con ceftriaxona  2  g  c/24  h  durante  14  días,
permaneciendo  asintomática  al alta  hospitalaria.  Pasados  2
meses,  y  de  forma  ambulatoria,  la  paciente  fue  interve-
nida  para  exéresis  del mucocele  y reparación  de  la fistula
de  LCR  mediante  abordaje  endoscópico.  Dos  años  después
la  paciente  permanece  asintomática,  sin  nuevos  eventos.

Streptococcus  salivarius,  perteneciente  al  grupo  viri-

dans,  es un comensal  del  tracto  orogastrointestinal  y del
tracto  respiratorio  alto.  A  pesar  de  su baja  virulencia,  se han
descrito  casos  asociados  a bacteriemia,  sinusitis,  meningitis
(aproximadamente  entre  el  0,3-2,4%  de  incidencia  global)  y
endocarditis.  Entre  los factores  que  favorecen  el  desarrollo
de  meningitis  por  S.  salivarius  encontramos:  la  presencia  de
fístulas  de  LCR, sinusitis,  abscesos  cerebrales,  traumatismos
craneales  y  neoplasias3—5.

El diagnóstico  se realiza  mediante  su aislamiento  en  cul-
tivo  o PCR  en LCR. Se  han descrito  algunos  casos  de  reacción
cruzada  con  otras  especies  de Streptococcus  (S. pneumo-

niae)  que  puede  llevar  a  un  diagnóstico  etiológico  erróneo  o
infradiagnóstico  del  mismo6.  En  general  presentan  adecuada
sensibilidad  a beta-lactámicos.

A pesar  de que  la  meningitis  bacteriana  es una  compli-
cación  rara  tras  procedimientos  espinales  (punción  lumbar,
otros),  esta  puede  tener  un desenlace  fatal7.  En  los  últi-
mos  años  se  han  reportado  en la  literatura  casos  clínicos  de
meningitis  bacteriana  tras  la realización  de procedimientos
espinales,  donde  los microorganismos  que  con  mayor  fre-
cuencia  fueron  identificados  eran  comensales  de  la flora  oral
(grupo  viridans),  sugiriendo  la  posibilidad  de transmisión
directa  mediante  «gotas», relacionadas  con la ausencia  de
uso  de mascarillas  faciales  durante  la  ejecución  de  dichos
procedimientos8—10.  La literatura  revisada  solo  muestra  un
caso  de meningitis  por  S.  salivarius  secundario  a mucocele
esfenoidal,  similar  a  nuestro  caso5. Las  características  clíni-
cas  relacionadas  con  este  patógeno  se  resumen  en  la  tabla  1,
comparando  los  casos  descritos  previamente  con el  nuestro3.

En  conclusión,  ante  una  meningitis  bacteriana  por
Streptococcus  salivarius  sin  antecedente  de procedimiento
espinal  previo  se debe  considerar  la presencia  de mucocele
y/o  fístula  de  líquido  cefalorraquídeo,  cuyo  estudio  requiere
neuroimagen.  Teniendo  en cuenta  que  los  procedimientos
espinales  son el  principal  factor  de riesgo  de  meningitis  por
S.  salivarius,  enfatizamos  en  la  necesidad  de implementar
de  forma  rutinaria  el  uso de mascarillas  faciales  durante
dichos  procedimientos.
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Tabla  1  Características  clínicas  de  casos  previos*  de  meningitis  bacteriana  por  Streptococcus  salivarius  en  comparación  con
nuestro caso

Ítems  Casos  previos  (n  =  65)  Nuestro  caso

Ratio  varón-mujer  24/46:  22/46  Mujer
Edad al  diagnóstico  44,5  (media)a 54

Signos/síntomas

GCS alterado;  (%)  30/53  (57)  +
Cefalea; (%)  40/53  (75)  +
Fiebre; (%)  44/53  (83)  +
Náuseas/vómitos;  (%) 27/53  (51) +
Signos  meníngeos;  (%) 37-39/53  (70-4) −

LCR cultivo  de  identificación 23/42  fueron  positivos +
Hemocultivos  13/46  fueron  positivos  1:3

Tratamiento  inicial

Cefalosporinas;  (%)  31/49  (63)  +
Vancomicina;  (%)  18/49  (37)  +
Ampicilina; (%) 4/49  (8) +
Dexametasona;  (%)  3/49  (6) +

Factores de  riesgo

Iatrogénico;  (%) 39/58  (67) −

Fístula  LCR;  (%) 12/58  (21) −

Mucocele;  (%) 1/58  (2) +
Otros; (%)  13/65  (20)  −

Supervivencia  55/57  vivos  Viva

GCS: escala de coma de Glasgow; LCR: líquido cefalorraquídeo.
a En  10 casos no  se  ha indicado edad al diagnóstico.

+: presente; −: ausente.
Fuente: adaptado de Wilson et  al.3.
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Síndrome CLIPPERS. A propósito
de un caso

CLIPPERS  syndrome: A case report

Sr.  Editor:

Presentamos  el  caso  de  un  varón  de  44  años,  con anteceden-
tes  personales  de  linfohistiocitosis  hemofagocítica  primaria
(portador  homocigótico  de  mutación  Ala91Val),  resuelta  tras
esplenectomía.  Presenta  un  cuadro  de  inicio  brusco  y  curso
progresivo,  de  2 meses  de  evolución,  de  sensación  de ador-
mecimiento  y hormigueo  en  ambas  plantas  de  los  pies,
rigidez  en  las  piernas  que  se desencadena  con la  actividad
física  y  sensación  de  inestabilidad.  Además,  desde  hace  48  h,
asocia  adormecimiento  y hormigueo  de  ambas  palmas.  Niega
antecedentes  epidemiológicos  de  interés.

En  la  exploración  física  destacan,  en  miembros  inferio-
res,  unos  reflejos  osteotendinosos  vivos  y  difusos,  reflejos
aquíleos  clonoides  inagotables,  reflejo  cutáneo-plantar
extensor  bilateralmente  y  espasticidad,  así  como  hipoeste-
sia  tactoalgésica  en  ambas  plantas  de  los  pies,  dismetría  en
la  prueba  talón-rodilla  con  el  miembro  inferior  derecho  y
marcha  atáxica,  con Romberg  negativo.

Se  realiza  un estudio  neurofisiológico  con electromio-
grama,  potenciales  de  conducción  y estimulación  cortical,
con  tiempos  de  conducción  motora  prolongados  en  miem-
bros  inferiores  con  predominio  derecho;  y  una  resonancia
magnética  cerebral  (fig. 1)  y de  columna  completa,  donde  se
observa,  en  la  secuencia  T2-FLAIR,  la  presencia  de inconta-
bles  focos  puntiformes  de  alteración  de  señal  de  predominio
en  pedúnculos  cerebelosos  medios,  protuberancia  y haces
córtico-espinales  de  predominio  izquierdo,  que  realzan  tras
la  administración  de  contraste  paramagnético  intravenoso.

Se  completa  el  estudio  con  análisis  sanguíneo  con  resul-
tados  en  rango  de  normalidad,  serologías  de  VIH,  sífilis,
Borrelia,  Brucella,  HTLV-1,  citomegalovirus,  virus  de la  fami-
lia  herpes,  virus  de  hepatitis  B y  C,  todas  ellas  negativas  y
estudio  de  autoinmunidad  sin alteración.  Se  lleva  a cabo
una  punción  lumbar  donde  destaca  una  pleocitosis  linfocí-
tica,  a  expensas  de  linfocitos  T-CD4,  con proteinorraquia,
descartando  la  presencia  de  células  tumorales  o  enferme-
dad  infecciosa  del  sistema  nervioso  central.  Los  anticuerpos
onconeuronales  y  anti-neuropilo  fueron  negativos  en  LCR y
suero.  Se  realiza  un  PET  corporal  para  descartar  la  presen-
cia  de  una  enfermedad  linfomatosa,  inflamatoria  o tumoral
sistémica,  que  resulta  normal.

Ante  la  fluctuación  neurológica  reciente,  se decide  ini-
ciar  tratamiento  con  metilprednisolona  1 g/día  durante  5
días  por vía  intravenosa,  seguido  de prednisona  1 mg/kg/día
por vía  oral  en pauta  lentamente  descendente.  Tras  72  h  de
inicio  del tratamiento,  el  paciente  presenta  una  mejoría  de
la  debilidad  y rigidez,  y desaparece  la  inestabilidad  de  la
marcha.

Pasado  un  mes,  y con una  dosis  actual  de prednisona  de
0,5  mg/kg/día  el  paciente  acude  a  revisión  en  consulta.  Se
realiza  una  RM  cerebral  y de columna  completa  de control,
donde  se observa  la  desaparición  de la totalidad  de  las  lesio-
nes  puntiformes  hiperintensas  objetivadas  previamente  en
T2-FLAIR,  no  observando,  asimismo,  lesiones  captantes  de
contraste  en la  secuencia  con gadolinio  (fig.  2).

En  este  momento,  y  habiendo  descartado  otra  enferme-
dad  sistémica,  el  paciente  es diagnosticado  de  un  síndrome
Chronic  Lymphocytic  Inflammation  with  Pontine  Perivascu-

lar  Enhancement  Responsive  to  Steroids  (CLIPPERS).
El síndrome  CLIPPERS  es  una  enfermedad  de origen

incierto,  descrita  por primera  vez  en  el  año  2010  por Pittock
et  al.1, y desde  entonces  hay  publicados  aproximadamente
60  casos  en  todo  el  mundo2,3.  Su  incidencia  es desconocida  y
afecta  predominantemente  a  varones,  con  una  mediana  de
50  años2.

Clínicamente,  la presentación  puede  ser muy  variada,
aunque  los síntomas  más  frecuentes  son  la  diplopía,  la
marcha  atáxica  y  la  espasticidad4.  En  general,  se  deben
descartar  otras  entidades  diferenciales,  destacando  en los
estudios  únicamente  una  hiperproteinorraquia  y pleocitosis
linfocítica  a  expensas  de  linfocitos  T-CD41.

Los  criterios  diagnósticos  de CLIPPERS  están  formados
por la suma  de una  afectación  clínica  neurológica  subaguda
con  signos  en la exploración  física  compatibles  con  lesión
troncoencefálica,  así como  una  imagen  radiológica  caracte-
rística.  Típicamente,  la  RM  cerebral  muestra  la presencia
de lesiones  puntiformes  (< 3 mm de diámetro)  hiperinten-
sas en  T2-FLAIR  (imagen  en  sal y pimienta),  que  realzan
tras  contraste  con  gadolinio,  con ausencia  de  efecto  de
masa  perilesional,  predominantemente  localizadas  bilate-
ralmente  en protuberancia,  cerebelo  y  más  raramente  en
médula  espinal5.  Dentro  de los  criterios  diagnósticos,  se
exige  la  respuesta  completa  radiológica  tras  altas  dosis
de corticoterapia,  así  como  la ausencia  de un  diagnóstico
alternativo1,5.  La  realización  de  una  biopsia  del  sistema  ner-
vioso  central  solo  estaría  indicada  si  algunos  de  los  hallazgos
previos  fueran  atípicos.  En  estos  casos,  el  estudio  anatomo-
patológico  muestra  únicamente  infiltrados  linfohistiocitarios
perivasculares,  con  predominio  de linfocitos  CD4  positivos1.
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