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Escobar Sendromlu Bir Olguda Serratia Marcescens

Septik Artriti

Serratia Marcescens Septic Arthritis in a Case of Escobar

Syndrome

Ozlem Sarag Sandal, Ferhat Sari, Gokhan Ceylan, Rana isgiider, ilker Devrim, Hasan Agin

Dr. Behget Uz Cocuk Hastaliklari ve Cerrahisi E§itim ve Arastirma Hastanesi, Cocuk Yogun Bakim Klinigi, izmir, Tiirkiye

Septik artrit, yliksek morbidite ile seyreden ve acil girisim gerektiren
eklemlerdeki sinovyal sivi ve sinovyal zarin cesitli etkenlerle olusan
enfeksiyonudur. Sinovyal zarin damarsal yapisindan dolayr hematojen
yolla gelen mikroorganizmalar kolaylikla ekleme vyerlesebilir. Bu
nedenle cocuk yodun bakimda uzun sire yatan kateteri olup
bircok invazif girisime maruz kalan hastalarda septik artrit gibi bir
enfeksiyonun hematojen vyolla gelisebilecedi akilda tutulmalidir.
Serratia  tlrleri  Enterobacteriaceae  grubunun  Gram-olumsuz
fakultatif anaerobik basilleri olup &zellikle son yillarda yogun bakim
Unitelerinde hastane kékenli bakteriyemi, pnédmoni ve idrar yolu
enfeksiyonlarinin bir nedeni olarak daha yaygin hale gelmistir. Bununla
birlikte, birincil eklem enfeksiyonlari, Serratia marcescens’e ikincil
olarak son derece nadirdir. Olgularin hemen hemen tamami travma
hastalarinda, bagisikligi baskilanmis, santral kateteri olan ve yogun
bakimda izlenen hastalarda gorilmdstir. Serratia marcescens’e bagl
septik artrit acilen tedavi edilmediginde septisemi ve mortalite riski
ylUksek olup eklemde kalici destriiksiyona neden olabilir. Bu yazida
Multipl Pterigium sendromu olan Escobar sendromu nedeniyle
cocuk yogun bakimda izlenen ve santral kateteri olan bir olguda
bakteriyemi sonrasi gelisen Serratia marcescens septik artriti nadir
bir durum olmasi nedeniyle sunulmustur.

Anahtar Kelimeler: Hematojen, septik artrit, sinovyal sivi,
osteomiyelit

Abstract

Septic arthritis is an inflammation of the synovial membrane
and synovial fluid in the joints caused by bacterial, viral or
fungal agents. Since it has high morbidity rate, requires urgent
intervention. The synovial membrane is a highly vascular structure,
but because it is not a protective basement membrane, the
microorganisms that come through the bloodstream can easily
settle here. For this reason, it should be kept in mind that an
infection such as septic arthritis may develop in a hematogenous
way in patients exposed to many invasive procedures, and
having long-term catheter in pediatric intensive care unit.
Serratia species are a gram-negative facultative anaerobic population
of the Enterobacteriaceae group and have become more common in
recent years as a cause of hospital-acquired bacteremia, pneumonia
and urinary tract infections in intensive care units. However, primary
joint infections secondary to infection with Serratia marcescens
are extremely rare. Almost all cases were seen in trauma patients,
immunocompromised patients, in those with central catheters
and intensive care patients. When septic arthritis due to Serratia
marcescens is not treated urgently, septicemia and mortality
risk is high and may cause permanent destruction of the joint.
Here, we present a rare case of septic arthritis caused by Serratia
marrascens after a bacteremia in a patient with Escobar variant of
Multiple Pterygium syndrome who had a central vascular access
device and was hospitalized in the pediatric intensive care unit.
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Giris

Septik artrit cesitli  mikroorganizmalarin  neden oldugu
eklemin stpduratif enfeksiyonudur. Ortopedik aciller icinde yer
alir, mortalite ve morbilitesi yiksektir." Cocukluk cagi septik

artritlerinde en sik etken neonatal dénemde Staphylococcus

aureus, Gram-olumsuz basiller ve grup B streptokoklar; 5 yas
altinda S. aureus, Haemophilus influenza, Kingelle kingae,
Streptococcus pyogenes ve Streptococcus pneumoniae iken
5 yas Uzerinde en sik S. aureus, Streptococcus pyogenes
olabilir. St cocuklugunun erken dénemlerinde ve hastane
kaynakli septik artritlerde stafilokok, toplumdan elde
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edilenlerde ise streptokoklar etken mikroorganizma olarak
izole edilmistir, Alti ay-iki yas arasi Haemophilus influenza
(%30-50), 2 yastan sonra ise S. aureus sik gorilen patojendir.
Brusellozun endemik oldugu bolgelerde ise Gram olumsuz
bir bakteri grubu olan Brusella spp. septik artritin dnemli
bir nedenidir. Ozellikle ergenlerde damar ici ilag kullanim
Oyklsu s6z konusu ise Pseudomonas aeruginosa veya diger
Gram-olumsuz bakteri tlrleri eklem enfeksiyonlarina neden
olabilir.? Genellikle hastane kaynakli enfeksiyonlarla iliskili olup
enfeksiyon ekleme en sik bakteriyemi sonucu hematolojik
yolla ulasir>* En sik etken stafilokoklardir. Erken taniyi takiben
uygun antibiyotik tedavisi ile sepsisin kontroll, eklemin drenaji
ile nekrotik artiklar ve bakteriyel Urlnlerin uzaklastiriimasi
gereklidir. Egzersiz ile yapisikliklara bagli olusan deformiteleri
onleyerek eklemin yeniden normal islevinin kazandiriimasi
eklem enfeksiyonuna bagl sekelleri azaltmada en etkili
yontemdir.® Yalnizca anti-biyoterapi verilmesi yeterli olmayip
drenaj yapildiginda biriken pulrilan materyaller eklemden
uzaklastirilarak hem antibiyotigin etkisi arttirimakta hem de
kikirdak Uzerinde basing nedeniyle olusabilecek dejeneratif
degisiklikler 6nlenebilmektedir. Drenaj, igne aspirasyonu,
artrotomi veya artroskopik yolla yapilabilir. igne aspirasyonu
ile yeterli drenajin saglanildigi belirtilse de hipertrofiye
sinovyal dokunun ve eklemde yayllmis parilan materyalin
tamamen bosaltiimasi zordur. Bu durumda artroskopik girisim
gerekebilir.5”

Tanida eklem sivisinin aspirasyonu ve sinovyal sivi kultird
etkeni gostermek icin esas yontem iken bazi olgularda
mUmkin olmayabilir. Aspire edilen sivida bakteri Uretme
orani %20-95 arasinda degismekle birlikte kultir génderilmesi
ve gram boyama yapilmasi sarttir. Kiltlr Gremelerinin daha
efektif dizeylerde olmasi icin ciftli hem kanli besi yeri hem
de agar plaklarina ekim yapilmalidir.” Gram boyama ile Gram-
olumlu bakteriler %70-80, Gram-olumsuz bakteriler %45-50
oranda saptanabildiginden tedaviye baslamadan dnce mutlaka
kan kdltirG alinmalidir. Tani sinovyal sivida bakteri saptanmasi
ile basitce konulabilir. Fakat, sinovyal sivi kiltirinde ve gram
boyamada mikroorganizma saptanmamasi septik artrit tanisini
dislamaz. Bu ylzden olabildigince hizli bir sekilde klinik,
radyoloji ve laboratuvar bulgulari ile hasta degerlendirilerek
vakit kaybetmeden tani konulmalidir. Direkt grafi erken
dénemde genellikle normal degerlendirilir.  Sinovyal sivi
artisina bagl periartikiler yumusak doku sisligi, perisinovyal
o6deme bagl eklem araliginda baslangicta genisleme gozlenir.
ilerleyen dénemlerde eklem araliginda daralma ve eklem
ylzeyinde bozulmalar izlenir. Eklemdeki sivinin saptanmasinda
ultrasonografi etkin oldugu gibi aspirasyon icin de kilavuz olan
ve en sik basvurulan gorintileme yontemidir. Tanidan sonra
drenaj veya irrigasyonla debridman ve takiben uzun sureli
antibiyotik tedavisi kalici hasari énlemede etkilidir.

Bu olgu sunumunda, nadir dogustan bir bozukluk olup
Escobar sendromu ve bronkopnémoni nedeniyle birden fazla
merkezde tedavi gérmdis; maruz kaldigi invazif girisimler
nedeniyle hastane enfeksiyonu ve Serratia bakteriyemisi
gelisen ve sonrasinda takibinde dizde metastatik septik artrit
bulgulari saptanan 18 aylik bir olgu sunulmustur.

Olgu

Kirk haftalik sezaryen ile dodan bir dis merkez yenidogan
yogun bakiminda dogum sonrasi solunum sikintisi olmasi
nedeniyle mekanik ventilatorde takip edilen olgu ekstiibe
edilememesi Uzerine izleminin 10. haftasinda ileri tetkik
ve tedavi edilmek Uzere cocuk yogun bakim klinigimize
sevk edildi. Kisa boy, distk kulak, disuk sac cizgisi, her iki
taraf aksillada pterjiumlar, basparmakta ekstansér tendon
hipoplazisi ve ¢ogul eklem kontraktirleri ile seyreden bir
sendrom olan Escobar sendromu ve bronkopndmoni tanisiyla
klinigimizde yatirilan olgu solunum yetmezligi, ekstlibasyonu
tolere edememesi ve anatomik olarak uygun olmadigindan
trakeostomi acilamamasi nedeniyle uzun sire yogun bakimda
izlendi (Resim 1). Yatisinin altinci ayinda sol dizde sislik,
kizariklik ve 1si artisi gelisti. Fizik muayenesinde hastanin
vlcut 1sist 38,5 °C; arteriyel kan basinci 80/55 mm/Hg; kalp
tepe atimi 140 atim/dakika idi. Akciger sesleri dinlemekle
olagan olup diger sistem muayeneleri normal saptandi. Sol
dizinde apse gorinimuinde olan yaygin fluktuasyon veren
4x3 cm boyutlarinda sislik ve kizariklik mevcuttu. Laboratuvar
degerleri incelendiginde beyaz kire: 30,300/mm?3, Hb: 9,2 gr/
dL, trombosit: 293,000/uL, C reaktif protein (CRP): 7,7 mg/
dL, sedimantasyon: 95 mm/saat, alanin aminotransferaz:
45 |U/L, aspartat aminotransferaz: 60 IU/L oldugu gorilda.
Hastamizda Escobar sendromu ile iliskili GHRNG geni pozitif
saptandi.

Direkt grafide sol diz ekleminde dlzensizlik, eklem araliginda
genisleme gorlldi (Resim 2). Septik artrit distndlen hasta
ortopedi uzmani tarafindan degerlendirildi ve sol dizinden

Resim 1. Escobar sendromlu olgu
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steril kosullar altinda ultrasonografi esliginde 15 mL sinovyal
sivi aspire edildi. Aspirat materyali seropirilan vasifta olup
gram boyama yapilarak mikroskobik baki icin génderildi. Ayrica
eklem sivisi kultiri ve es zamanl kan kultlrd mikrobiyoloji
laboratuvarina génderildi. Laboratuvar tetkiklerinde lékositozu
ve sola kaymasi mevcut idi. Gram boyamada bol bakteri
saptandi. Es zamanli periferik ¢ift tarafli (bakteriyemi sphesi
varliginda ayri venlerden iki set) kan kultlrt ve kateter kultirt
gonderildi. Hastane enfeksiyonu distnulerek baslanmis olan
bir haftadir almakta oldugu piperasilin-tazobaktam tedavisi
kesilerek yogun bakim florasi ve hastanin klinigi g6z 6ninde
bulundurularak enfeksiyon hastaliklarinin  da  Gnerisiyle
meropenem 60 mg/kg/g ve vankomisin 40 mg/kg/g olmak
lizere ampirik tedavi baslandi. izlemde sol diz lateralinden
fistulize olmus apseden hafif sizinti mevcuttu. Cekilen grafide
sol femurda eklem araliginda radyo-opak goriinidm, periost
reaksiyonu ve litik lezyonlari iceren osteomiyelit bulgulari
saptandi (Resim 3). Diz capinda artis olan hastaya 3. gln
tekrar sinovyal sivi aspirasyonu yapildi. Hastanin sinovyal
sivi kltarl, kan ve kateterden alinan kultirlerinde Serratia
marcescens Uremesi saptandi. Kultir antibiyogramda

piperasilin-tazobaktam orta duyarli; sefolosporin grubu ve

Resim 2. Direkt grafi gorintusu

Resim 3. Direkt grafi gériintlsu
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kolistin direncli; meropenem, amikasin ve gentamisin duyarli
saptandi. Es zamanli ve bir hafta dnce gonderilmis olan kan ve
kateter kulturinde de ayni mikroorganizma gorildd. Mevcut
tedaviye devam edilerek hastanin bakteriyemi kaynagi olan
santral vendz kateteri ¢ekildi.

Hastaya vankomisin tedavisi U¢ hafta ve meropenem tedavisi
alti hafta verilerek kesildi. Tedavinin baslangicindan iki hafta
sonra olgunun kliniginin dizelmesi, dizdeki agri, sislik ve isi
artisinin gerilemesi sonrasinda olgu kismi fizik tedavi ile
desteklendi. Kontraktir ve hareket kisithhginda belirgin
iyilesme gorildi. Baslangicta CRP degerleri yiksek olup sola
kayma ve I6kositozu mevcut olan olgunun tedavinin 10.
glninde sedimantasyon: 10 mm/saat ve CRP: 0,8 mg/dL
olmak tzere normal diizeylerde saptandi. Direkt grafide eklem
mesafesindeki artisin ve kontrol ultrasonagrafide sinovyal
sivinin azaldigi gorildi. Enfeksiyon bulgulari geriledikten
sonra deformiteyi dnlemek icin eklem hareketlerini a¢cma
egzersizleri ve kas germe egzersizlerine baslandi. Hastamizda
kalici bir deformite saptanmadi. Hastanin takibine halen
devam edilmektedir.

Tartisma

Septik artrit sinovyanin spuratif enfeksiyonu olup cocuk yogun
bakimda yatan kateteri olan hastalarda bakteriyemi sonrasi
metastatik enfeksiyon seklinde gorilebilir. Bir ortopedik acil
olup erken tedavi edilmemesi durumunda énemli morbidite ve
mortalite sebebidir. Olgularin %75'i bes yastan 6nce gorilip
belirti ve bulgular yasa gore dedisiklik gosterir. Yenidogan
doéneminde ve sit cocuklarinda hareket ile olusan huzursuzluk
veya psOdoparalizi ve eklemde hareket kisithligi ile bulgu
verirken, sut cocugu ve ergenlik doneminde agri, ates, eritem,
Isi artisi ve 6dem gibi bulgular belirgindir. Enfeksiyon etkeni
ekleme komsuluk yoluyla yayilabildigi gibi disardan travmatik
yolla veya hematojen yolla da yayilabilir.®'® Bizim hastamizda
oldugu gibi bakteriyemi sonrasinda da eklem tutulumu olabilir.
Cocuk yogun bakim Unitelerinde kateter iliskili bakteriyemiye
bagl septik artrit ve osteomiyelit iyi bilinen komplikasyonlar
olmasina ragmen bu konuda yapilmis az sayida calisma vardir.
Yamagishi ve ark.'nin'" yaptigi calismada yirmi toplum kokenli
ve dort hastane kokenli enfeksiyona bagli septik artrit olgusu
incelenmis; hastane kokenli enfeksiyonu olan olgularin ki
tanesinin santral vendz kateteri oldugu ve iki olguda da kemik
ve eklem enfeksiyonu belirginlesmeden 6nce bakteriyemi
oldugu saptanmistir. Her iki grupta da en sik etken metisilin-
rezistan S. aureus olarak bulunmustur. Bu g0steriyor ki
santral ven6z kateterizasyon septik artrit ve osteomiyelitlerin
epidemiyolojisi Uzerinde buyutk bir etkiye sahiptir.'®' Bizim
olgumuzda santral vendz kateter iliskili Gram-olumsuz bir
bakteri olan Serratia marcescens Gremesi nedeniyle nadir bir
olgudur. Serratia tlrleri Enterobacteriaceae grubunun Gram-
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olumsuz fakultatif anaerobik basilleri olup 6zellikle son yillarda
yogun bakim Unitelerinde hastane kokenli bakteriyemi,
pnoémoni ve idrar yolu enfeksiyonlarinin bir nedeni olarak
daha yaygin hale gelmistir. Bununla birlikte, birincil eklem
enfeksiyonlari, Serratia marcescens’e ikincil olarak son derece
nadirdir. Literatlrde Serratia marcescens ile olusan &zellikle
immuUnsupresif olgularda hematojen yolla gelisen nadir
septik artrit olgular bildirilmistir. Olgularin cogunlugu travma
hastalarinda, bagisikligr baskilanmis, santral kateteri olan
ve yogun bakimda izlenen hastalarda gortlmdstir. Serratia
marcescens'e bagl septik artrit acilen tedavi edilmediginde
septisemi ve mortalite riski yiksek olup eklemde kalici
destriiksiyona neden olabilir.'>'3

Ozgiil bir laboratuvar testi olmamakla birlikte hematolojik tetkik
ve direk grafiler tanida ve tedaviye yaniti izlemede degerlidir.
Plrtlan sividan gonderilen kultirde mikroorganizmanin
Uremesi altin standart tani yontemi olup etkenin saptanmasi
zaman alacagindan olasi mikroorganizmalara yonelik anti-
biyoterapi ampirik baslanmalidir. Cocuk septik artritli olgularda
baslangicta uygun ampirik antibiyoterapinin secilmemesi
cerrahi  muldahaleyi kaginilmaz kilmakla birlikte amag
sadece mevcut enfeksiyonu tedavi etmek dedil metastatik
enfeksiyonlari da dnlemeye yonelik olmalidir.™ Etken tim yas
gruplarinda en sik S. aureus olmakla birlikte bizim olgumuzda
yogun bakimda uzun zamandir izlenmesi ve nozokomiyal
enfeksiyon riski nedeniyle tedavisine enfeksiyon hastaliklarinin
da Onerisiyle vankomisin ve meropenem seklinde devam
edilmistir.

Olasi septik artrit stphesinde bakteriyemi ve birincil
enfeksiyon kaynagini da saptamak icin mutlaka kan kalttri de
gonderilmelidir. Hastamizda hem kan hem sinovya kdltiriinde
Serratia marcencens Uremesi olmustur. Septik artritte
tedavi acildir. Bu ylzden aspirasyon veya llizum halinde
cerrahi drenaj ile eklem icindeki purilan materyalin drenaji
ile mikroorganizma, fibrin ve birikmis mataryeller hemen
uzaklastirilmali ve enfeksiyon tedavisine uygun antibiyotiklerle
baslanmalidir.’™'® Olgumuz erken tani almasi nedeniyle
ivedilikle aspirasyon yapilmis ve 48. saatinde klinik yanit iyi
olmasi nedeniyle drenaj uygulanmamistir.

Kateter ile iliskili bakteriyemiye baglh septik artrit yogun
bakimda uzun suredir mekanik ventilatérde izlenen
siregen hastalarda oldukca nadir, fakat tedavisi acil bir
durumdur. Baslanacak ampirik antibiyoterapinin hem mevcut
enfeksiyonu tedavi etme hem de metastatik enfeksiyonlari
Onlemesi agisindan yogun bakim florasina uygun olarak
secilmesi 6nemlidir. Sedatize ve kirarize bir hastada baz
belirti ve bulgular saptanamayacadi icin yogun bakimda yatan
hastalarda toplum kékenli olan septik artritlere gore tanida
gecikmeler olabilir. Ates ve yeni gelisen tolere edilmeyen eklem

hareketleri uyarici olmalidir. Bununla birlikte kateteri bulunan
uzun zamandir yogun bakim yatis 6yklsi olan hastalarda
nozokomiyal enfeksiyon riski artmis olup bakteriyemi ve
sonrasinda metastatik yayilim ile septik artrit olusabilecegi
akilda tutulmalidir.

Etik

Hasta Onayi: Hastanin ailesinden bilgilendirilmis onam formu
alinmistir.

Hakem Degerlendirmesi: Editorler kurulu disinda olan kisiler
tarafindan degerlendirilmistir.

Yazarlik Katkilari

Cerrahi ve Medikal Uygulama: 0.S.S, H.A.,, R.i., Konsept:
0.S.S., H.A., Dizayn: 0.S.S., H.A., Veri Toplama veya isleme:
G.C., 1.D, FS., O.S.S., Analiz veya Yorumlama: O.S.S., Literatr
Arama: O.S.S., Yazan: O.S.S.

Cikar Catismasi: Yazarlar tarafindan ¢ikar catismasi
bildirilmemistir.
Finansal Destek: Yazarlar tarafindan finansal destek

almadiklari bildirilmistir.

Kaynaklar

1. Calvo C, Nunez E, Camacho M, Clemente D, Fernandez-Cooke E.
Epidemiology and Management of Acute, Uncomplicated Septic
Arthritis and Osteomyelitis. Spanish Multicenter Study. Pediatr
Infect Dis J. 2016;35:1288-93.

2. Lampe RM. Osteomyelit and suppurative arthritis. In: Behrman R,
Kliegman RM, | Jenson HB (eds). Nelson Textbook of Pediatrics.
17th ed. Philadelphia, Saunders. 2003;2297-302.

3. Cayce IV KO, Galloway MT Infection In: Fischgrund JS (ed).
Orthopaedic knowledge update 9. Rosemont, American Academy
of Orthopaedic Surgeons; 2008:241-57.

4. Tachdjian MO. Bone and Joint Infections. In: Herring JA (ed).
Tachdjian’s pediatric orthopaedics. Philadelphia. Saunders WB;
2002:1841-77.

5. Kabak S, Halici M, Akcakus M, Cetin N, Narin N. Septic arthritis in
patients followed- up in neonatal intensive care unit. Pediatr Int.
2002;44:652-7.

6.  Bonhoeffer J, Haeberle B, Schaad UB, Heininger U. Diagnosis of
acute haematogenous osteomyelitis and septic arthritis: 20 years
experience at the University Children's Hospital Basel. Swiss Med
Wkly. 2001;131:575-81.

7. Mathews CJ, Coakley G. Septic arthritis: current diagnostic and
therapeutic algorithm. Curr Opin Rheumatol. 2008;20:457-62.

8. Mathews CJ, Kingsley G, Field M, Jones A, Weston VC, et al.
Management of septic arthritis: a systematic review. Postgrad Med
J. 2008;84:265-70.

9. Murillo O, Gomez-Junyent J, Grau |, Ribera A, Cabrera C, et al.
Clinical findings of bacteremic septic arthritis according to the
site of acquisition: The overlap between health care-related and
community- and nosocomial-acquired cases. Eur J Intern Med.
2016,28:38-42.

87



Sara¢ Sandal ve ark.
Metastatik Septik Artrit

10.

11.

12.

13.

88

Krogstad P Septic arthritis. In: Cherry JD, Harrison GJ, Kaplan SL
(eds). Feigin and Cherry's Textbook of Pediatric Infectious Diseases,
7th ed. Elsevier Saunders, Philadelphia; 2014:727.

Yamagishi Y, Togawa M, Shiomi M. Septic arthritis and acute
hematogenous osteomyelitis in childhood at a tertiary hospital in
Japan. Pediatr Int. 2009;51:371-6.

Fowler VG Jr, Justice A, Moore C, Benjamin DK Jr, Woods CW, et
al. Risk factors for hematogenous complications of intravascular
catheter-associated Staphylococcus aureus bacteremia. Clin Infect
Dis. 2005;40:695-703.

Amao-Ruiz E, Correa-Fernandez AM, de la Fuente Galan L. Serratia
marcescens septic sternoclavicular joint arthritis: A case report.
Reumatol Clin. 2016;12:238-9.

14.

15.

16.

Chiu LQ, Wang W. A case of unusual Gram-negative bacilli septic
arthritis in an immunocompetent patient. Singapore Med J.
2013;54:164-8.

Dlabach JA, Park AL. Infectious arthritis. In: Canale ST, Beaty JH
(eds). Campbell’s operative orthopaedics. 11th ed. Philadelphia:
Mosby Elsevier; 2008;23-50.

Section J, Gibbons SD, Barton T, Greenberg DE, Jo CH, et al.
Microbiological culture methods for pediatric musculoskeletal

infection: a guideline for optimal use. J Bone Joint Surg Am.

2015;97:441-9.



