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RESUMO
Introducgéo: A anemia hemolitica pode estar associada a mdltiplas etiologias, nomeadamente a téxicos, como os metais, sendo esta
uma causa rara.
Caso Clinico: Homem de 55 anos de idade, sujeito a artroplastia total da anca direita (prétese ndo cimentada com articulagéo
ceramica-ceramica, cujo componente acetabular era constituido por uma cupula metalica composta por uma liga de titanio, vanadio e
aluminio na qual encaixava um insert ceramico). Cerca de quatro anos apds esta intervengao cirurgica referia ruidos na protese com
os movimentos. Foi sujeito a revisao cirurgica tendo-se constatado a presenca de liquido espesso intracapsular de cor escura, fractura
do insert acetabular ceramico e sinais de desgaste da cupula metalica acetabular. Procedeu-se a lavagem abundante e substituicdo do
insert ceramico fracturado por um insert de polietileno. Dois meses depois recorreu ao Servigo de Urgéncia por degradagéo do estado
geral, flutuagdo na anca direita e ictericia muco-cutanea. Analiticamente evidenciava valores compativeis com anemia hemolitica auto-
imune. Foi feita pungao articular com saida de abundante liquido metalético. A tomografia computorizada revelou extensa colecg¢éao
heterogénea quistica intrapélvica com multiplos fragmentos de prétese no seu interior, sugestivos de metalose. A anemia hemolitica foi
interpretada como consequéncia da toxicidade das particulas e ides metalicos oriundos do desgaste da prétese. Iniciou corticoterapia
em altas doses e posteriormente quando houve condigdes procedeu-se a substituicdo de todos os componentes da prétese e drena-
gem do material acumulado intra-pélvico.
Discussao: Apos a fractura do insert ceramico a cabega ceramica passou a articular directamente com o componente acetabular
metalico, originando os ruidos e desgaste com libertagdo de particulas e ides. Este material formou uma colegdo quistica intra-
pélvica, que passou despercebida na primeira reviséo cirurgica. O desbridamento cirirgico pds em comunicagéo esta cole¢do com
os tecidos adjacentes e com a circulagéo sistémica, desencadeando efeitos sistémicos graves, como anemia hemolitica auto-imune.
Desconhece-se o potencial de toxicidade de cada um dos elementos metalicos desta protese, ndo estando ainda disponiveis testes
laboratoriais de detecgao.
Conclusdo: A metalose € uma causa rara de anemia hemolitica auto-imune.
Palavras-chave: Anemia Hemolitica Auto-Imune; Artroplastia; Ictericia; Metais/efeitos adversos.

ABSTRACT
Introduction: Hemolytic anemia may be associated with multiple etiologies, including toxic substances, such as metals, which is a
rare cause.
Case Study: 55-year-old male, who underwent a total arthroplasty of the right hip (uncemented prostheses with ceramic-ceramic
articulation with an acetabular component consisting of a dome composed of an alloy of titanium, aluminum and vanadium into which
fitted a ceramic ‘insert’). Approximately 4 years after surgery the patient complained of noise originating from the prosthesis which
occurred on movement. A surgical revision was performed and showed the presence of dark thick intracapsular fluid, fracture of the
ceramic acetabular ‘insert’ and signs of wear of the acetabular metal dome. Extensive washing was carried out and the fractured
ceramic ‘insert’ was replaced for a polyethylene ‘insert’. Two months later he was referred to the Emergency Room due to worsening
of his general health, floating in the right hip and mucocutaneous jaundice. Laboratory tests suggested autoimmune hemolytic anemia.
Arthrocentesis was performed and a large volume of metal fluid was drained off. The CT scan showed a large heterogeneous pelvic
cystic collection seeded with prosthesis fragments, suggestive of metallosis. Hemolytic anemia was explained as toxicity of the particles
and metal ions caused by the wear of the prosthesis. The patient was started on a high-dose steroid treatment. Afterwards, when he
was stable, prosthesis components replacement and drainage of pelvic debris fluid were carried out.
Discussion: After the fracture of the ceramic ‘insert’ the ceramic head began to articulate directly with the metallic acetabular
component, causing noise and wear with release of particles and ions. This caused a cystic pelvic abscess, which went unnoticed
on the first surgical revision. Surgical debridement lead to the cystic collection extending into the adjacent tissues and the systemic
circulation, triggering serious systemic effects, such as autoimmune hemolytic anemia. The potential toxicity of each of the metal
elements of this prosthesis is unknown, and there are still no available laboratory tests for its detection.
Conclusion: Metallosis is a rare cause of autoimmune hemolytic anemia.
Keywords: Anemia, Hemolytic, Autoimmune; Arthroplasty; Jaundice; Metals/adverse effects.
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INTRODUGAO

A anemia hemolitica pode estar associada a multiplas
etiologias, nomeadamente a téxicos, como os metais, sen-
do os mais sensibilizantes o niquel, o cobalto e o crémio,
e mais raramente o titanio e o vanadio. A prevaléncia da
sensibilidade aos metais na populagao é de cerca de 10 a
14%, tendo o niquel a prevaléncia mais elevada de apro-
ximadamente 14%." Podem atuar de forma direta sobre os
eritrécitos ou funcionar como haptenos e induzir a produ-
¢ao de anticorpos, como acontece nas anemias hemolitica
auto-imune (AHAIs).?

CASO CLiNICO

Um homem de 55 anos de idade, raga branca, com
o diagnéstico recente de diabetes e hipertensao arterial,
medicado com metformina e atenolol. Foi submetido a ar-
troplastia da anca direita em 2009 com uma prétese néo
cimentada com articulagdo ceramica-ceramica, constituida
por uma cabega de cerdmica que articulava com um in-
sert de ceramica encaixada numa cupula em liga de titanio
(composta por titanio, vanadio e aluminio) em contacto com
0 0sso acetabular.

Em Fevereiro de 2013, por ouvir ruidos com o movi-
mento da anca, realizou radiografia desta articulagdo, na
qual se suspeitou de fractura do insert acetabular ceramico
pelo que foi sujeito a revisao cirurgica, tendo-se observado
liquido espesso intracapsular de cor escura, fragmentagao
do insert de ceramica acetabular e sinais de desgaste na
area polar superior da cupula metalica (Fig 1). Foi feita uma

abundante lavagem periarticular, removidos os fragmentos
de ceramica e substituido o insert ceramico por um de po-
lietileno e a cabecga de ceramica por uma metalica. O estu-
do bacteriolégico do liquido foi negativo.

Dois meses depois desta revisao cirurgica, o doente re-
correu ao Servigo de Urgéncia por degradagéo do estado
geral e flutuagdo na anca direita e aparecimento de febre,
astenia, ictericia e urina vermelha, com trés semanas de
evolugao. Ja tinha cumprido sete dias de terapéutica empi-
rica com ciprofloxacina.

Ao exame objetivo destacava-se a ictericia muco-cuta-
nea e a tumefagdo na anca direita, com flutuagdo palpavel.
Analiticamente evidenciava um valor sérico de hemoglobi-
na de 8,3 g/dL, aumento dos reticuldcitos, da bilirrubina in-
directa e da lactato desidrogenase, e um teste de Coombs
positivo, dados compativeis com uma AHAL.

Foi realizada puncgéo articular, suspeitando-se de infec-
¢ao, com saida de abundante liquido acinzentado que foi
posteriormente analisado pela anatomia-patolégica, sendo
compativel com metalose. O respetivo estudo bacterioldgi-
co foi negativo.

Com o objectivo de se averiguar a origem deste liquido,
nitidamente metaldtico, foi realizada tomografia computo-
rizada que mostrou uma extensa colecgdo heterogénea
quistica intrapélvica. (Fig. 2). Foi inclusive contactado o
Centro de Informagédo de Anti-Venenos, que referiu que to-
dos os constituintes da liga de titAnio podiam dar toxicidade,
pelo que foi interpretada esta anemia como consequéncia
da toxicidade do titanio, do aluminio e do vanadio. Iniciou

Figura 1 - Material removido na primeira revisao: insert acetabular ceramico fragmentado e cabega de ceramica.
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Figura 2 - Tomografia computorizada da anca direita: A) corte axial B) corte frontal: mostrando cole¢do heterogénea quistica intrapélvica.

corticoterapia em altas doses e optou-se por realizar ex-
tensa lavagem cirurgica, dada a impossibilidade de realizar
cirurgia agressiva por ter um valor de hemoglobina baixo e
ndo poder ser submetido a transfusées sanguineas. Foram
excluidas outras etiologias de AHAI.

Verificou-se boa evolugéo clinica com subida do valor
sérico da hemoglobina (11 g/dL). Contudo, ainda durante o
internamento, a quando da retirada dos pontos houve deis-
céncia da sutura com saida de abundante liquido metaloti-
Co e novo agravamento da anemia.

Procedeu-se a nova revisdo cirdrgica da anca direita
com substituicdo de todos os componentes da prétese e
lavagem abundante com drenagem do material acumulado
dentro da pélvis através de um trajecto feito a partir do ace-
tabulo. Apods este procedimento cirurgico manteve esque-
ma de corticoterapia em reducdo progressiva até normali-
zagao dos parametros analiticos. Atualmente encontra-se
assintomatico.

DISCUSSAO

A fractura cerdmica é incomum mas quando ocorre
torna-se uma complicagdo problematica da artroplastia.®
Neste caso clinico com a fractura do insert cerdmico, a
cabega ceramica passou a articular directamente com o
componente acetabular metalico, originando os ruidos e
desgaste com libertacdo de particulas e i6es metalicos.
Este material, inicialmente limitado ao espago intracapsu-
lar, foi impulsionado por efeito de bomba articular para um
espacgo peri-articular de menor resisténcia, acumulando-
-se maioritariamente dentro da pélvis onde permaneceu
enquistado e assim isolado da articulagdo e da circulagao
sistémica. Passou despercebido na primeira revisao cirur-
gica. O desbridamento cirurgico possibilitou o acesso deste
material aos tecidos adjacentes e aos vasos sanguineos,
explicando deste modo a manutengdo da drenagem apés
a primeira revisdo e os efeitos sistémicos que entretanto
desencadeou.

Assim, torna-se fundamental conhecer cada constituin-
te das proéteses, pois em caso de fratura tém impacto no
desfecho clinico do doente.

Neste caso, tratava-se de uma liga de titanio, compos-

ta por titdnio, vanadio e aluminio. O titanio € um dos me-
tais mais apropriados para o fabrico de proéteses,* estando
inclusive presente em mais de 200 000 artroplastias por
ano.’ A adicdo de vanadio e aluminio aumenta a forca e
resisténcia ao desgaste desta liga, contudo afecta a sua
resisténcia a corroséo, proporcionando a libertagao destes
ides metalicos no organismo.® Atualmente desconhece-se
o potencial de toxicidade de cada um destes metais.” Nao
existem testes standard de detecéo dos niveis sanguineos,
nem cut-offs definidos da sua toxicidade sérica.® A gravi-
dade do desgaste metalico e a quantidade de ides meta-
licos em circulagdo depende ndo s6 da suscetibilidade do
material implantado a corrosdao mas também da resposta
do tecido ao implante e do proprio procedimento cirargi-
co®. Uma das complicagdes raras da artroplastia da anca
€ a metalose, que estd geralmente associada a proteses
metal-metal e tende a ocorrer esporadicamente com articu-
lagdes ceramica-ceramica, sobretudo quando ha fractura
do insert ceramico.'®'® E muitas vezes mascarada por um
suposto processo infeccioso.” Na metalose, ha absorgao
dos componentes metalicos a nivel local e sistémico, sendo
que na literatura as reagdes de hipersensibilidade ao metal
mais frequentes séo as dermatites e as vasculites (tipo I, Ill
e IV)"? sendo rara a AHAL.

CONCLUSAO

Trata-se de um caso muito raro de AHAI causada pela
toxicidade dos produtos de desgaste da prétese (titanio, va-
nadio e aluminio).

PROTECGCAO DE PESSOAS E ANIMAIS

Os autores declaram que os procedimentos seguidos
estavam de acordo com os regulamentos estabelecidos
pelos responsaveis da Comissdo de Investigacdo Clinica
e Etica e de acordo com a Declaragdo de Helsinquia da
Associagdo Médica Mundial.
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Os autores declaram ter seguido os protocolos do seu
centro de trabalho acerca da publicagdo dos dados de
doentes.
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