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Casos Clinicos

Lehismaniasis cutaneo-mucosa: presentacion
de un caso con compromiso medio-facial
Mucocutaneous leishmaniasis: report of a case with middle

facial commitment

Lehismaniasis mucocutinea : apresentacdo de um caso com o

compromisso mid-facial
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Resumen

La leishmaniasis es una zoonosis parasitaria causa-
da por protozoos. Puede afectar la piel y las mu-
cosas o presentarse como una enfermedad visceral.
La variedad mucocutanea conduce a la destruccion
parcial o completa de las membranas mucosas de
la nariz, las fauces y la faringe. Aproximadamente
un 90% de los casos con afectacion mucocutanea se
producen en Brasil, Bolivia y Pert. En nuestro pais
afecta en forma endémica a las provincias del norte
desde principios del siglo XX.

Se relata el caso de un paciente de 53 afos con odi-
nodisfagia de aproximadamente 6 meses de evolu-
cién, asociado a formaciones granulomatosas me-
dio-faciales, en el que se diagnosticé leishmaniasis
cutaneomucosa mediante el rescate de amastigotes
en muestras tomadas de lesiones de paladar blan-
do para estudio anatomopatoldgico con tincion de
Giemsa. Se realizo tratamiento con meglumina anti-
moniato con buena evolucion clinica a partir de los
quince dias de instaurado el mismo.

Palabras clave: Leishmaniasis, cutdneo-mucosa,
granulomatosis, medio-facial, cruz esptindica.

Abstract

Leishmaniasis is a parasitic zoonosis caused by pro-
tozoa. It can affect skin, mucous membranes or pre-
sented as visceral disease. Mucocutaneous variety
leads to partial or complete destruction of the mu-
cous membranes of the nose, mouth and pharynx.

Approximately, 90% of cases with mucocutaneous
involvement occurs in Brazil, Bolivia and Peru. In
our country it affects endemic to the northern pro-
vinces since the beginning of the century. The case
of a 53-year-old patient with odinodisphagia of ap-
proximately 6 months of evolution, associated with
mid-facial granulomatous formations in which cuta-
neomucous leishmaniasis was diagnosed by rescue
of amastigotes in samples taken from lesions of soft
palate for anatomopathological study with Staining
of Giemsa. Treatment with meglumina antimonia
was carried out with good clinical evolution from
the fifteen days of the same establishment.

Key words: Leishmaniasis, cutaneous-mucous
membrane, granulomatousis, middle facial, espun-
dica cross.

Resumo

A leishmaniose é uma zoonose parasitaria causada
por protozoarios. Ele pode afectar a pele e mem-
branas mucosas ou presente como doenga visce-
ral. variedade mucocutanea conduz a destruicao
parcial ou completa das membranas mucosas do
nariz, boca e faringe. Aproximadamente 90% dos
casos com envolvimento mucocutanea ocorrem no
Brasil, Bolivia e Peru. Em nosso pais que afeta en-
démica para as provincias do norte, desde o inicio
do século XX. O caso de um odinodisfagia 53 anos,
aproximadamente, 6 meses evolucao associada com
formagdes granulomatosas mediofaciais em que a
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Figura1a.

Figura 2.

Figura 1a. Ulcera en el piso de la fosa nasal derecha de 10 afios de evolucidn; b. lesién granulomatosa que compromete el paladar
blando hasta su unién con la porcién ésea, Uvula y pilares anteriores.

Figura 2. Tumoracién hipofaringea sin compromiso de la luz de la via aérea que realza con el contraste asociada a adenopatias cervi-
cales.

leishmaniose mucocutanea foi diagnosticada por
resgatar amastigotas em amostras tomadas a partir
de lesdes do palato mole para estudo histopatoldgi-
co contou Giemsa. O tratamento foi realizado com
antimoniato de meglumina com boa evolugao clini-
ca a partir de quinze dias introduzidas ele.

Palavras-chave: Leishmaniose mucocutanea, gra-
nulomatose, médio-facial, espundica cruz.

Introduccion

La leishmaniasis se considera una enfermedad
reemergente, siendo un problema creciente para la
salud publica mundial.’? Se trata de una zoonosis
parasitaria causada por protozoos del género Leis-
hmania, de la familia Trypanosomatidae. La transi-
mision se da a través de la picadura de flebtomos
previamente infectados.*?

Las formas de presentacion mas frecuentes son
aquellas que comprometen piel (leishmaniasis cu-
tanea) o las mucosas (leishmaniasis mucosa). En
menor medida se encuentran formas que afectan la
piel y las mucosas (leishmaniasis cutaneomucosa o
tegumentaria) y las formas viscerales.

En Argentina se han registrado casos formal-
mente desde la segunda década del siglo XX. La
distribucién geografica esta limitada por la distri-
bucidén del vector. El area endémica corresponde a
las provincias de Salta, Jujuy, Tucuman, Catamarca,
Santiago del Estero, Chaco, Formosa, Misiones y
Corrientes, encontrandose recientemente el vector
sin enfermedad en Santa Fe y Entre Rios.(*567)

El diagndstico de la forma cutaneomucosa se
realiza a través de la clinica, de la epidemiologia, de
estudios parasitolégicos (frotis, cultivo e histopato-
logia) y de los analisis inmunolégicos. 289101112

El tratamiento de eleccién son los antimoniatos
pentavalentes. La respuesta a la medicacion va a de-

pender del subtipo de parasito y de la inmunidad
del huésped.®")

Caso clinico

Paciente de 53 afios, masculino, oriundo de Pa-
raguay, que reside en Argentina en forma no per-
mante desde 1991, consulta al servicio de O.R.L. del
Hospital Interzonal General de Agudos “Evita”, de
Lanus, Provincia de Buenos Aires, por odinodisfa-
gia progresiva de aproximadamente seis meses de
evolucidn, afebril, tratado en multiples centros con
betalactamicos e inhibidores de bectalactamasa sin
respuesta . No refiere otros antecedentes de impor-
tancia.

Al examen fisico presenta una tlcera en el piso
de la fosa nasal derecha, circunscripta, de lecho su-
cio, rojizo y de bordes sobreelevados, indolora, sin
compromiso del septum, con aumento del diametro
de la fosa, de aproximadamente 10 afos de evolu-
cién. (Figura 1a)

En el examen de fauces se observa una lesién
granulomatosa que compromete el paladar blando
hasta su unién con la porcion dsea, tvula y pilares
anteriores, con borramiento de los limites anatomi-
cos, no dolorosa a la palpacion. (Figura 1b)

Se realiza fibronasolaringoscopia flexible obser-
vandose septum nasal indemne, cavum libre. Se
visualiza una lesién granulomatosa en oro-hipo-
faringe, vallécula, cara superior de glotis y corona
laringea. Ausencia de lagos salivales. Las cuerdas
vocales se encuentran moviles y libres, con espacio
gldtico conservado.

Se solicita una tomografia computada con con-
traste endovenoso de cerebro, macizo craneo facial,
cuello, térax y abdomen superior, encontrandose
como dato positivo una tumoracion hipofaringea
sin compromiso de la luz de via aérea que realza
con el contraste asociada a adenopatias cervicales.
(Figura 2)
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Figura 3. Amastigotes compatibles con Leishmania ssp en la
muestra de paladar blando (tincion de Giemsa).

Las pruebas seroldgicas para sifilis, HIV, HBV,
HCV, y reacciéon de Montenegro para leishmania
resultaron negativas. Se encontraron titulos de Ig G
anti-toxoplasma. El laboratorio de rutina no eviden-
ci6 alteraciones significativas.

Se tomaron muestras de ambas lesiones para
biopsia obteniéndose rescate de amastigotes com-
patibles con Leishmania ssp en la muestra de pala-
dar blando (tincién de Giemsa). (Figura 3)

Con el diagndstico microbioldgico se realiza in-
terconsulta con el Departamento de Parasitologia
del Hospital Muiiiz, a fin de instaurar tratamiento.
Se inicia un primer ciclo de 30 dosis de antimonios
(meglumina antimoniato 3 g/dia IM) de lunes a
viernes, descansando sabado y domingo con con-
trol electocardiografico semanal.

A los quince dias de iniciado el tratamiento el
paciente refiere ausencia de odinodisfagia. Finali-
zado el primer ciclo de tratamiento, las lesiones de
fauces, y en menor medida las nasales, se encuen-
tran en involucion.

Discusion

En el caso expuesto el paciente present6 de ma-
nera inicial una lesion costrosa en piso de fosa nasal
derecha que fue progresando con los afios sin otra
signosintomatologia asociada. De acuerdo con la bi-
bliografia consultada presumimos que la transmi-
sion ocurrio en la region medio facial, ya que en el
sitio de la picadura se forma una costra oscura entre
las tres semanas y dos meses de inoculaciéon. Con la
caida de la costra aparece una tlcera redondeada,
indolora, que no genera prurito y que no se resuelve

en forma espontanea o con tratamiento antibiotico.
(1,4,6,15)

La consulta médica se demord mas de diez afios
hasta la aparicion de las lesiones granulomatosas
en fauces; esto, junto con el sexo masculino, las le-
siones cutaneas extensas o multiples, la persistencia
superior a un afio y la falta de tratamiento de las le-
siones cutaneas, configura factores predisponentes
para la afeccion mucosa.®

Se ha reportado que la diseminacion sobreviene
dos afios después de la curacion de la lesion cutanea
en el 5% de los casos o 10 afios después, en el 90%
de los casos. A diferencia de lo expuesto en otras
publicaciones, el compromiso nasoseptal se restrin-
gi6 a la region anterior nasal, con la consiguiente
caida de la punta, sin perforacion del cartilago cua-
drangular, signo conocido como “nariz de tapir”. La
diseminacién ocurre por via hematogena, linfatica
o por continuidad, siendo la causante del dolor, la
desnutricidn, las infecciones respiratorias, la sepsis
y la muerte. En este paciente la infiltracién alcanzé
la region palatofaringea y mucosa del paladar blan-
do (signo de la “cruz de espundia o de Escomel”),
extendiéndose hasta la laringe sin afeccién de las
cuerdas vocales ni de la via aérea inferior.*”!

Para el diagndstico deben combinarse la clini-
ca, el examen fisico, la epidemiologia y los estu-
dios complementarios. De acuerdo con los criterios
establecidos para determinar lesiones sugestivas
activas o cicatrizales (Tabla 1), el paciente presen-

taba “lesiones tipicas” al momento de la consulta.
(1,2,8,9,10,11,12)

Tabla 1. Categorizacion de las lesiones. (1289.10.11.12)

Categorizacion Categorizacion Categorizacion

lesiones activas

lesiones mucosas activas

lesiones cicatrizales

Lesion no traumatica

Ulcera redonda u ovalada

> de dos semanas

sin curacion
Generalmente indolora
Bordes elevados

Adenopatias

Nédulo o verruga
Lesiones cercanas
similares a ronchas,
durezas o Ulceras

Lesiones considera que
las lesiones son:

a- Tipicas: cuando hay 5
0 méas manifestaciones

b- Sospechosas: cuando
hay 3 6 4 manifestaciones
c- Atipicas: cuando hay 2
6 1 manifestaciones.

Lesion inflamatoria de la
mucosa nasal, bucofarin-
gea y/o laringea

Con o sin antecedente de
primoinfeccion cutanea

1. Congestiva (rinitis serosa)
2. Infiltrativa (sequedad de
las mucosas)

3. Mutilante (destruccion

de tejido)

Sin historia de traumatismo,
quemaduras, etc.

Redondeada con bordes
difusos

Piel lisa

Piel deprimida

Cambios en la coloracion
de la piel

Se considera que
las lesiones son:
a- Tipicas: 3 0 mas
manifestaciones

b- Sospechosas: 2
manifestaciones.
c- Atipicas:

1 manifestacion.
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El diagnostico microbioldgico incluye estudios
parasitologicos directos, indirectos e inmunolégi-
cos. Actualmente no hay técnica parasitoldgica para
diagnosticar el 100% de los casos, por lo que el me-
jor resultado se consigue con la combinacion de dos
0 mas técnicas parasitologicas, asociadas a la prue-
ba de Montenegro y a ELISA. (Tabla 2) 281013

Tabla 2. Pruebas diagnésticas. (1281013

Parasitoldgico directo Parasitolgico indirecto Inmunolégicos indirectos

*Muestra de la lesion o *Muestra para cultivo *Inoculacion antigenos en
de los bordes de la tlcera  (crecimiento promastigotes) ~ brazo del paciente

(positivo en <27% de los (Montenegro)
€asos) *ELISA

*Dot ELISA
*Evidencia amastigotes en  *Inoculacion en animales *Inmunofluorescencia
el frotis del tejido (positivo  Mesocriectus auratus indirecta (IFI)

en <44% de los casos) (aparicion de lesiones en
animales en el 69,9% de
las inoculaciones de
lesiones cutaneas y
48% en muestras

de lesiones mucosas)

*Aglutinacion indirecta
*Test Inmunocromato-
gréfico rk39.

Evidencia anticuerpos.
Util si no hay rédito con
métodos directos.

En nuestro caso fueron necesarias tres tomas de
muestras para biopsia de ambas lesiones, en tres
tiempos para establecer etiologia. La dos primeras
fueron tomadas con intervalo de 15 dias entre si,
bajo anestesia local, arrojando como resultado infil-
tracion linfoplasmocitaria. La tercera toma se efec-
tud bajo anestesia general, a fin de ampliar y pro-
fundizar la zona de reseccion, obteniéndose rescate
de amastigotes compatibles con Leishmania spp, en
la muestra de paladar blando. En Argentina existen
tres especies de Leishmania que pueden producir
leishmaniasis cutanea. La mas frecuente es Leish-
mania brasiliensis y se estima que del total de pa-
cientes infectados, entre el 3% y 34% sufriran enfer-
medad cutaneo-mucosa. #4419

Aunque la reaccion de Montenegro resulto ne-
gativa, pese a su alta sensibilidad y especificidad,
la caracterizacion de las lesiones y el rescate de
amastigotes permitieron iniciar el tratamiento, pre-
sumiendo un falso negativo en la intradermorreac-
cion, situaciéon que ha sido reportada en la biblio-
grafia. Los amastigotes en tejido se encuentran en
menos del 27% de los casos.(1251019)

Dentro de los diagnoésticos diferenciales que se
encuentran reportados por afectacion de la linea
medio facial, cabe destacar las fases iniciales de
infecciones cutaneas bacterianas: Abscesos, forun-
culos, ectima; las lesiones ulcero-vegetantes que se
incluyen en el sindrome verrugoso tropical (espo-
rotricosis, cromomicosis, paracocidiodomicosis, tu-
berculosis cutdnea y el carcinoma escamocelular), la

lepra lepromatosa, sifilis, el granuloma medio facial
y la enfermedad de Wegener, patologias que fueron
descartadas mediante la clinica, los estudios serolo-
gicos e imagenologicos.1413)

Con el diagnostico confirmado, el paciente fue
incluido en el Programa Nacional de Leishmaniasis
utilizando el esquema terapéutico sugerido por la
Organizacién Mundial de la Salud: Antimoniales
pentavalentes (antimoniato de meglumina) a 3 g/
dia en forma intramuscular, con régimen de des-
canso los fines de semana por 30 dias, sin presentar
efectos adversos (alteracion electrocardiografica) y
con remisiéon de las lesiones faringolaringeas, en-
contrandose al final del primer ciclo asintomatico.
Drogas alternativas son estibogluconato de sodio,
anfotericina B y pentamidina.®?

Actualmente el paciente se encuentra en valo-
racién por el Servicio de Parasitologia del Hospital
Muniz, para continuar con un segundo ciclo por
persistencia de lesion nasal. Luego de terminado
el tratamiento, el paciente debe ser evaluado clini-
camente una vez al mes durante los primeros seis
meses y luego cada tres meses hasta completar un
afno de seguimiento post-tratamiento, pudiendo es-
tablecerse la curacion en ausencia de sintomas en
doce meses.(+1%

Por lo tanto, concluimos que es importante tener
en cuenta a la leishmaniasis en pacientes que pre-
sentan lesiones granulomatosas en la linea medio-
facial, acompanadas de tlceras activas o cicatrizales
de larga evolucidén, recordando que su diagnostico
por un tnico método es dificultoso e insuficiente,
por lo que se deben combinar la clinica, las pruebas
seroldgicas y parasitologicas junto a la epidemiolo-
gia para llegar al mismo e instaurar el tratamiento
adecuado.

Los autores no manifiestan conflictos de interés.
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