Revista da Sociedade Brasileira de Medicina Tropical
20(2): 119-122, Abr-Jun, 1987.

RELATO DE CASO

ENTOMOFTOROMICOSE CUTANEO-MUCOSA. APRESENTACAO DE UM
CASO COM EVOLUCAO ATIPICA

Achiléa Lisboa Bittencourt!, Enio Barreto2, Ricardo A. Sinay Neves?2
e Cremilda Franga?

E apresentado um caso de entomoftoromicose cutdneo-mucosa em paciente com
39 anos, tratado e considerado como curado e que cerca de dois anos depois teve recidiva
associada a diabete. Apresentou entdo, além das lesées de mucosa nasal e pele,
ulceragao e perfuracdo do palato e, microscopicamente, uma maior freqiiéncia de hifas,
na auséneia do fenémeno de Hoeppli-Splendore. Os autores comentam acerca do

diagnéstico diferencial com a mucormicose.

Palavra chave: Entomoftoromicose cutineo-mucosa.

A entomoftoromicose é, em geral, causada por
duas espécies de fungos: o Conidiobolus coronatus e o
Basidiobolus haptosporus. O C. coronatus lesa a
mucosa nasal e o tecido celular subcutaneo do nariz e
areas circunvizinhas, enquanto o B. haptosporus afeta
o tecido celular subcutineo de outras areas do corpo.
Ambas as espécies causam o mesmo quadro anatomo-
patalogico, embora tenham caracteristicas micold-
gicas diferentes!6. O aspecto histopatoldgico consiste
de uma hipodermite granulomatosa com intenso infil-
trado de eosindfilos, com pequenos abscessos circun-
dados por células epitelioides ou gigantes multinuclea-
das e por hifas esparsas tendo em torno material eosi-
nofilico PAS positivo (fenémeno de Héeppli-Splen-
dore)? 6,

A entomoftoromicose causada pelo C. coronatus
tem sido designada de varios modos: rinoentomofitoro-
micose, entomoftoromicose nasofacial, entomoftorose
nasal, entomoftoromicose conidiobolae e conidiobolo-
micose24 121416,

Considerando que ja ha registro de raros casos
de entomoftoromicose centro-facial causados pelo B.
haptosporus'0 15, tem-se preferido denominar este
tipo de micose como entomoftoromicose cutineo-
mucosa, sempre que nio houver isolamento do agente
etiologico®.

E uma doenga rara. Até 1977, havia cercade 55
casos desta micose registrados na literatura, dos quais
44 ocorreram na Africa, cinco na India, trés na
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América do Sul, dois na América Central e um nos
Estados Unidos!!. Recentemente, um de nos, coletou
20 casos ocorridos nas Américas do Sul e Central;
destes, 16 foram brasileiros®.

A finalidade desta publicagdo é mostrar a evolu-
¢ao invulgar de um caso, que ja foi motivo de publica-
¢do anterior®.

APRESENTACAO DO CASO

Paciente de 39 anos, masculino, branco, guin-
dasteiro, natural e residente em Salvador (Bahia).
Referia aumento do volume do nariz ha alguns meses
com obstrugdo nasal. Informava ja ter feito trés
bidpsias com exames anatomopatoldgicos cujos resul-
tados foram inconclusivos. Exame dermatologico
mostrou acentuada infiltragdo do nariz com calor e
rubor, expandindo-se para a glabela, e regiGes frontal e
infra-orbitarias; presenca de proje¢Ges poliposas
obstruindo as fossas nasais. Procedeu-se, entdo, a
nova bidpsia da lesdo, cujo exame histopatologico
revelou tratar-se de infecgdo por Entomophthorales.
Exame clinico ndo mostrou outras alteragdes. Glice-
mia normal. Fez uso de iodeto de potassio na dose de
50mg/kg/dia durante quatro meses, com sensivel
dimuigdo da lesdo. Como persistissem sinais de ativi-
dade da doenga, substituiu-se o iodeto de potdssio por
anfotericina B, tendo-se administrado dose total de
1,8 g, sem resposta satisfatoria. Esta droga foi sus-
pensa e o paciente foi medicado com sulfona (DDS)na
dose de 100mg/dia, durante um ano. Ao fim do
primeiro més de tratamento ja se notava sensivel
diminui¢do da lesdo. O paciente foi revisto um ano
apos o término do tratamento e ndo apresentava mais
evidéncia da doeng¢a. Um ano e 10 meses apos esta
revisio, foi internado de urgéncia em pré-coma diabé-
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tico, com ceto-acidose grave (glicemia de 800mg %).
Havia, entdo infiltragéo, com eritema e calor, no nariz,
glabela, regiGes médio-frontal e paranasais, com
teleangiectasias na pele do nariz (Fig. 1), ao lado de
ulceragdo e perfuragdo do palato duro, com fistuli-
zagao para os seios maxilares (Fig. 2). Iniciou-se, de
imediato, o tratamento do diabete, o qual foi de dificil
controle. Apos seis dias, considerando o diagnostico
anterior, associou-se ao tratamento do diabete, a
administragdo de iodeto de potdssio, na dose de
40mg/kg/dia; a partir de entdo, o paciente passou a ter
uma melhora progressiva do quadro de ceto-acidose.
Aos 10 dias de tratamento com o iodeto de potassio,
tentou-se, em vao, obter cultura do fungo, em material
de biopsia, o qual foi também submetido a exame
anatomopatoldgico. Como a resposta ao iodeto de
potassio fosse muito lenta, substituiu-se esta medica-
¢do pela sulfona, na dose de 100mg/dia durante seis

Fig. 1 —Observar a infiltracdo do nariz, da glabela e
das regides médio-frontal e paranasis. Na
regido médio-frontal, hd cicatrizes corres-
pondentes a bidpsias anteriores.
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Fig. 2 — Observar a ulceracdo e perfuracdo do palato.

meses. Houve completo desaparecimento das lesdes.
A partir de entdo, o paciente continuou fazendo uso de
sulfona na dose de 50mg/dia. Foi visto, a tltima vez,
apos 17 meses de tratamento, sem manifestagGes
clinicas da doenga e ainda em uso de sulfona.

EXAMES ANATOMOPATOLOGICOS

1o —Bidpsia da fase inicial da doen¢a — Presen-
¢ade intensa infiltragdo de células mononucleares e de
eosindfilos na hipoderme com acentuada predominan-
cia destas ultimas células, ao lado de numerosas célu-
las gigantes multinucleadas e de células epitelidides
que, por vezes, envolvem pequenos abscessos. No
interior destes abscessos, sdo vistos cortes transver-
sais ou obliquos de hifas tendo em torno um manguito
de material aciddfilo, PAS positivo (fenémeno de
Hoeppli-Splendore). As paredes das hifas aparecem
com nitidez quando impregnadas pela prata (técnica
de Grocott), notando-se, ocasionalmente, septagéo.
Véem-se, também, dreas de fibrose. N4o ha infiltrado
inflamatorio na derme. 292 — Bidpsia da recidiva —
Presenga, na derme reticular e na hipoderme, de inten-
so infiltrado inflamatorio constituido por células
mononucleares, células epitelioides e células gigantes
multinucleadas (Fig. 3). Por vezes, a reagdo granulo-
matosa circunda abscessos constituidos por polimor-
fonucleares neutrofilos onde hd grande quantidade de
hifas, de calibre variado, e com septag¢do infreqiiente
(Fig. 4). Notam-se, também, hifas isoladas em meio a
granulomas ou no interior de células gigantes. Ausén-
cia de material eosinofilico, PAS positivo, em torno
das hifas (fenémeno de Hoeppli-Splendore) e de
infiltragdo de eosindfilos.

COMENTARIOS

As entomoftoromicoses e as mucormicoses sio
causadas por diferentes tipos de zigomicetos e apre-
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Fig. 3-Vé-se, na derme, reacdo granulomatosa
constituida por células gigantes e epitelioi-
des, ao lado de infiltrado mononuclear. HE,
x200.

Fig. 4 - Observar, a esquerda, um enovelado de
hifas, no interior de um abcesso. A direita,
véem-se vdrias células epiteliéides. Notar a
auséncia do fenémeno de Héeppli-Splen-
dore. PAS, x400.

sentam caracteristicas clinico-patoldgicas bem diver-
sas3 13 16, Enquanto as entomoftoromicoses tém evo-
lugdo cronica, sdo localizadas, geralmente respondem
a tratamento e ocorrem em individuos aparentemente
sadios, as mucormicoses incidem em pacientes com
condig¢des predisponentes, geralmente em diabéticos,
tém evolugéo aguda e sdo, geralmente, sistémicas e
fatais. Por outro lado, as mucormicoses mostram,
histopatologicamente, necrose, tromboses e fungos
permeando as paredes vasculares, na auséncia do
fenoémeno de Hoeppli-Splendore.

O presente caso teve, no inicio de sua doenga,
um quadro tipico de entomoftoromicose cutdneo-
mucosa, dos pontos de vista clinico e histopatolégico.
Na recaida, contudo, o paciente mostrou alguns

Fig. 5 —Um aglomerado de hifas impregnadas pela
prata. Grocott, x400.

aspectos peculiares as mucormicoses: associagdo com
diabete, ulceragéo e perfuragdo do palato e, microsco-
picamente, maior abundéncia de hifas, na auséncia do
fenémeno de Hoeppli-Splendore3. De atipico, nesta
fase da doenga, observaram-se, também, auséncia de
eosindfilos e infiltragdo da derme reticular pelo pro-
cesso inflamatorio, aspecto este ndo observado ante-
riormente nesta patologia® 8.

Néo ha duvidas que se trata de um caso de
entomoftoromicose cutaneo-mucosa de evolugdo ati-
pica, considerando os aspectos clinico-patologicos da
primeira internagdo e o fato da lesdo recidivada nio
mostrar, microscopicamente, necrose, trombose vas-
cular e fungos permeando as paredes vasculares. Em
1978, caso semelhante a este, em alguns aspectos, foi
descrito por Dworzack e cols!0. Apresentava per-
furagdo do palato e envolvimentos da mucosa nasal
e do seio maxilar, associados a diabete; no entanto, o
quadro histepatoldgico foi tipico de entomoftoromicose.

No caso apresentado ¢ provavel que o diabete
tenha sido responsavel pela recidiva, pela riqueza do
agente etiologico e pelo cardter mais agressivo da
lesdo, causando inclusive destrui¢do oOssea, aspecto
este observado na entomoftoromicose apenas no caso
de Dworzack e cols10. Por outro lado, a auséncia do
fendmeno de Hoeppli-Splendore, nunca foi referida
em casos de entomoftoromicose, inclusive nos de
forma visceral primarial 7. A auséncia de eosindfilos,
no entanto, ja foi constatada em um caso de entomo-
ftoromicose provocada pelo B. haptosporus>.

SUMMARY

A case of muco-cutaneous entomophthoromy-
cosis in a 39 year old man is presented. The patient
was treated and considered cured but two years later
he had a recurrence associated with diabetes. He
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showed at this time, besides lesions of the nasal
mucosa and skin, ulceration and perforation of the
palate.  Microscopically, hyphae were frequent
but the Hoeppli-Splendore phenomenon was absent.
The authors discuss the differential diagnosis from mu-
COrmycosis.
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