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Aspergilloma formation in cavitary sarcoidosis
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Resumo

A cavitacdo pulmonar ¢ rara em pacientes com sarcoidose, e o aspergiloma ¢ ainda mais raro nestes casos.
Apresentamos o caso de uma paciente de 63 anos com doenca pulmonar cavitdria em tratamento para a TB por
9 meses. Estabeleceu-se o diagndstico de sarcoidose pulmonar com base nos achados de granuloma ndo-caseoso
na fibrobroncoscopia. Houve grande melhora dos sintomas com o tratamento com corticosteroides. A paciente
desenvolveu um aspergiloma durante o tratamento para a sarcoidose. Houve reacdo imediata ao teste cutaneo para
Aspergillus fumigatus, assim como resultado positivo para precipitinas de A. fumigatus no soro. Este ¢ o primeiro
caso relatado de formacdo de aspergiloma em um paciente com sarcoidose com cavitacio na India.

Descritores: Sarcoidose pulmonar; Aspergilose; Registros médicos.

Abstract

Pulmonary cavitation is rather uncommon in patients with sarcoidosis, and aspergilloma is even more uncommon
in such cases. Here, we present the case of a 63-year-old female patient with cavitary lung disease who had been
under treatment for TB for 9 months. A diagnosis of pulmonary sarcoidosis was established based on the fiberoptic
bronchoscopy finding of noncaseating granuloma. Treatment with corticosteroids led to a dramatic improvement in
symptoms. While under treatment for sarcoidosis, the patient developed an aspergilloma. She presented immediate
skin test reactivity to Aspergillus fumigatus, as well as positivity for A. fumigatus serum precipitins. This is the first
reported case of aspergilloma formation in a patient with cavitary sarcoidosis in India.
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Introducéo

TB e que, durante o tratamento para sarcoi-
dose, desenvolveu um aspergiloma. Até onde vai
0 nosso conhecimento, esse ¢ o primeiro caso
relatado de formacdo de aspergiloma em uma

A sarcoidose, muitas vezes confundida com
TB na india, esta apenas comecando a emergir
da obscuridade.'"” Na dltima metade do século
passado, aproximadamente 1.100 casos foram

relatados.® Os dados coletivos sugerem que
a apresentacdo de sarcoidose em indianos esta
relacionada a da forma cronica fibrosante reci-
divante da doenca vista em afro-americanos.
Entretanto, em indianos, a doenca ocorre com
bem menos frequéncia, ¢ menos grave e continua
sendo encarada como incomum.?

A doenca pulmonar fibrdtica observada em
pacientes indianos com sarcoidose ¢ semelhante
a encontrada na TB pulmonar. Contudo, a cavi-
tacdo pulmonar ¢ incomum em pacientes com
sarcoidose e ndo foi relatada em nenhum estudo
realizado na india.c- Relatamos aqui o caso de
uma paciente com sarcoidose pulmonar cavi-
taria que havia sido tratada anteriormente para

paciente com sarcoidose cavitdria na India.

Relato de caso

Uma paciente de 63 anos com diabetes e
hipertensdo foi encaminhada ao Vallabhbhai
Patel Chest Institutena Universidade de Delhi, na
cidade de Delhi, india, para avaliacio de doenca
pulmonar progressiva. Seu curso clinico nos
18 meses precedentes havia sido caracterizado
por crises paroxisticas de tosse seca, aumento
gradual de falta de ar e febre baixa intermitente,
associados a mal-estar, anorexia e perda de peso.
Embora a baciloscopia do escarro tivesse apre-
sentado, de modo consistente, cultura negativa
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para bacilos alcool-acido resistentes, o quadro
sintomatico e os achados radioldgicos levaram
o médico que a tratava a iniciar o tratamento
com drogas antituberculose, que foi mantido
por 9 meses, mas que ndo trouxe alivio dos
sintomas.

0 exame fisico nao revelou nenhum descon-
forto agudo. Nado houve hipocratismo ou
cianose. A mobilidade diafragmatica estava
normal. A ausculta do térax, ouviam-se crepita-
cdes bilaterais basais ao final da inspiracdo. Ndo
foram detectadas anormalidades na avaliagio de
outros sistemas, inclusive no encaminhamento
oftalmoldgico.

Ao rever uma radiografia de torax realizada
9 meses antes do encaminhamento, quando do
inicio do tratamento com drogas antituberculose,
observamos opacidades difusas com distribuicdo
segmentada em ambos os pulmdes, associadas a
adenopatia hilar bilateral (Figura 1). Um padrio
acinar com dareas de confluéncia era aparente
nos campos médio e inferior direito. Uma TC de
torax, também obtida 9 meses antes do enca-
minhamento, mostrou uma lesdo cavitaria bem
definida, nao visivel na radiografia de térax, no
segmento anterior do lébulo superior direito
(Figura 2). Além disso, observamos opacidades
em vidro fosco, associadas a areas peri-hilares
de consolidacdo e feixes broncovasculares com
a aparéncia de contas. Linfadenopatia hilar bila-
teral e linfadenopatia mediastinal assimétrica,
ndo caseosas e sem realce das bordas, também
estavam presentes. A cavitacdo vista na TC de
torax provavelmente levou ao inicio do trata-
mento com drogas antituberculose. A avaliacdo
laboratorial realizada naquele momento revelou
hemoglobina de 13,3 g/dL, com contagem total
de leucdcitos de 6.700 células/mm’ e contagem
diferencial de leucdcitos normal. Embora o teste
rotineiro de urina revelasse tracos de glicose, os
valores glicémicos estavam dentro da normali-
dade, ja que a paciente estava em tratamento
com agentes hipoglicémicos orais. Os resultados
dos testes de funcdo hepatica e renal, bem como
o perfil lipidico e os achados eletrocardiograficos,
também estavam dentro dos limites de norma-
lidade. Os resultados de baciloscopia e cultura
para Mycobacterium tuberculosis e outros orga-
nismos aerobicos continuavam negativos. O
teste tuberculinico com dose de 5 UT de PPD
nio apresentou induracio.
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Figura 1 - Radiografia de tdérax antero-posterior,
realizada 9 meses antes do encaminhamento,
mostrando opacidades difusas com distribuicdo
segmentada em ambos os pulmdes, associadas a
aumento hilar bilateral. Um padrdo acinar com areas
de confluéncia pode ser visto nos campos médio e
inferior direito.

Uma radiografia de tdrax obtida apos
o encaminhamento revelou linfadenopatia
mediastinal persistente com sombras acen-
tuadas do parénquima. No teste de funcio
pulmonar, observamos CVF de 1,45 L (63% do
previsto), VEF, de 1,05 L (56% do previsto), e
razdo VEF [CVF de 0,72. A capacidade pulmonar
total era de 2,67 L (66% do previsto), e DLCO de
12,53 mL ® min~' ® mmHg~' (68% do previsto),
embora a difusdo por unidade de volume alve-
olar estivesse normal. Isso indicava um defeito
ventilatorio restritivo moderadamente grave,

Figura 2 - TC de tdrax, obtido 9 meses antes do
encaminhamento, mostrando uma lesdo cavitaria
bem definida no segmento anterior do lébulo superior
direito. Feixes broncovasculares com aparéncia de
contas também podem ser vistos.
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Figura 3 - TC de torax obtida apds o encaminhamento: uma lesao cavitaria bem definida no segmento anterior
do lobulo superior direito (a); e mudanca de posicdo da massa dentro da cavidade, em decubito ventral (b).

com reducdo da capacidade pulmonar total e da
DLCO. A fibrobroncoscopia revelou lesdes granu-
lomatosas multiplas em toda a mucosa brénquica
da arvore bronquica. Biopsias endobronquicas
multiplas, obtidas das lesdes granulomatosas,
revelaram granuloma ndo-caseoso composto de
células epitelioides e células gigantes multinucle-
adas. Enzima conversora de angiotensina sérica,
calcio, fator reumatoide e calcio urinario de 24 h
estavam dentro dos limites de normalidade; ndo
foram detectados anticorpos antinucleares.

Estabeleceu-se um diagnostico de sarcoidose
pulmonar e, desse momento em diante, o trata-
mento com drogas antituberculose deixou de ser
administrado. A paciente iniciou o uso de predni-
solona oral na dose de 30 mg/dia. Apos 2 semanas,
a dose foi reduzida para 30 mg em dias alternados
e, em seguida, gradualmente diminuida durante
6 meses a uma taxa de 5 mg/més. Houve notavel
melhora clinica. Entretanto, durante o oitavo més
de tratamento, a paciente apresentou hemop-
tise. Uma radiografia de torax revelou uma lesdo
cavitdria contendo uma massa associada a sinal
do crescente aéreo. A visio em decubito lateral
demonstrou mudanga de posicdo, sugerindo um
aspergiloma. Uma nova TC de térax confirmou a
presenca de uma massa intracavitaria no lébulo
superior direito (Figura 3a), e também foi obser-
vada mudanga de posicdo em decubito ventral
(Figura 3Db). Entretanto, os ganglios mediasti-
nicos haviam regredido significativamente. O
teste intradérmico com antigenos de Aspergillus
demonstrou reatividade imediata ao Aspergillus
fumigatus. Também foram detectadas precipi-
tinas séricas de A. fumigatus. A hemoptise cedeu
com tratamento sintomatico. Até o presente
momento, a paciente encontrava-se assintoma-
tica, embora ainda em tratamento.

Discussio

A cavitacdo nédo ¢ usualmente encontrada na
sarcoidose.®” Em uma revisdo de dez estudos,
envolvendo um total de 1.254 pacientes, obser-
vou-se que lesdes cavitarias foram relatadas em
apenas 3 (1,3%) dos 235 pacientes para os quais
tal informacdo estava disponivel.® Entretanto,
em outro estudo envolvendo 200 pacientes,
foram relatadas cavidades, definidas como
“espacos aéreos anormais com paredes espessas”,
em 12,8% de pacientes “negros” e em 10,8% de
pacientes “brancos”.® Contudo, em dois grandes
estudos envolvendo pacientes com sarcoidose
pulmonar na india,* a discussio dos aspectos
radioldgicos da doenca ndo incluiu a mencio
de cavitacdo. As lesdes cavitarias, se presentes,
sdo geralmente vistas no estagio fibrotico e irre-
versivel da doenca. Em raros casos, a cavitacio
sarcoide pulmonar primaria real pode se desen-
volver na auséncia de doenca fibrocistica, e
granulomas ndo-caseosos caracteristicos podem
ser vistos nas paredes das cavidades.!"”

A combinacdo de aspergiloma e sarcoidose foi
descrita pela primeira vez por Fougner & Gjone
em 1958.0" A sarcoidose complicada por asper-
gilomas tem ocorrido em 0,7-5,0% de pacientes
com sarcoidose.”*'>" No estudo previamente
citado, envolvendo 200 pacientes com sarcoidose
pulmonar,® 25 pacientes (12,5%) apresentaram
cavidades, e foram encontrados aspergilomas
em 10 desses pacientes. Até onde sabemos, a
formagdo de um aspergiloma em uma paciente
com sarcoidose cavitaria nunca havia sido rela-
tada na india.

Em um estudo prospectivo de 100 pacientes
com sarcoidose, 10 pacientes apresentaram
aspergilomas, e todos apresentaram precipi-
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tinas séricas para A. fumigatus. Em 6 desses
10 pacientes, bandas de precipitinas estiverem
ausentes quando a sarcoidose foi diagnosticada,
mas foram detectadas durante o acompanha-
mento. Contudo, a formacdo de aspergiloma foi
relatada em até 7% dos pacientes sem precipitinas
séricas para A. fumigatus."® O teste de precipi-
tinas séricas para A. fumigatus pode ser util na
triagem, a fim de determinar quais pacientes
correm o risco de desenvolver um aspergiloma.

Na unica revisdo em que pacientes com TB
e sarcoidose (14 casos de cada) foram compa-
rados em termos de formacio de aspergiloma,®
os autores observaram que a apresentacdo clinica
era semelhante nos dois grupos. No entanto, o
perfil radiografico era significativamente dife-
rente: observou-se doenca localizada em 12 dos
14 pacientes com TB; e doenga difusa, em 13 dos
14 com sarcoidose. Essa diferenca levou a estraté-
gias de manejo distintas. Entre os pacientes com
hemoptise persistente, apenas aqueles com TB
foram submetidos a resseccdo cirargica do asper-
giloma. Os autores especularam que a decisdo de
ndo realizar a cirurgia nos pacientes com sarcoi-
dose pode ter sido influenciada por alguns fatores,
incluindo envolvimento pulmonar difuso, fibrose
pleural e estado geral ruim do paciente.

Em areas de alta prevaléncia de TB, a
presenca de um aspergiloma em pacientes com
doenca cavitaria ¢ frequentemente associada a
TB pulmonar inativa. O caso apresentado aqui
serve para alertar os médicos para o fato de que
os aspergilomas também podem ocorrer em
pacientes com sarcoidose cavitaria.
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