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RESUMO

A espondilite anquilosante (EA) pode cursar com manifestagdes extra-articulares e, dentre elas, as pulmonares. A fibrose
nos apices pulmonares ocorre em até 30% dos casos e as formagdes cisticas sdo menos frequentes e observadas em
casos avangados. A colonizacdo dessas cavidades ¢ uma complicagdo rara. Um paciente com diagnostico de EA desde
1998, com comprometimento axial, historico de tuberculose pulmonar tratada em 2002 ¢ 2007, evoluiu com um quadro
de aspergilose bilateral em apices pulmonares associada a zigomicose e Actinomyces spp. Havia sido internado para
investigar queixa de emagrecimento, sudorese noturna, tosse produtiva e lesdo nos apices pulmonares. Foi submetido
a tratamento cirurgico de lobectomia de lobo pulmonar superior direito, apds identificacdo de bola fungica nos apices
pulmonares nas radiografias e tomografias, comprovados por exames de fibrobroncoscopia e bidopsia com exame anato-
mopatologico. Evoluiu sem expansdo pulmonar direita, foi submetido a nova fibrobroncoscopia que sugeriu oclusao do
bronquio lobar médio. Uma nova toracotomia nao confirmou o achado da fibrobroncoscopia. Permaneceu sem expansio
pulmonar direita, evoluiu com choque séptico refratario ao tratamento e ao 6bito.
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INTRODUCAO

A espondilite anquilosante (EA) ¢ uma doenca inflamatoria
cronica de etiologia autoimune, que acomete, sobretudo, o
esqueleto axial, podendo, também, afetar as articulagdes perifé-
ricas. Pode cursar com diversas manifestagdes extra-articulares
como uveites, entesites, manifestagdes gastrointestinais e pul-
monares, dentre outras. Os pulmdes podem sofrer alteragdes
fibréticas infiltrativas em apices que simulam muitas vezes a
tuberculose. O desenvolvimento de formagdes cisticas pode
cursar com posterior colonizagdo por fungos como Aspergillus,
principalmente nos pacientes com doenga avangada. Relatamos
um caso de paciente com EA e manifestagdo pulmonar que
foi a oObito por grave infec¢do fungica pulmonar por hialo-
hifomicose associada a zigomicose e Actinomyces spp.

RELATO DE CASO

Um homem com 49 anos e diagndstico de EA desde 1998 foi
encaminhado para acompanhamento no ambulatoério de Reu-
matologia do Hospital de Clinicas da UFPR em maio de 2006.

Apresentava queixa de dor lombar inflamatoria e rigidez
matinal. Na historia, relatou quadro de tuberculose pulmonar
tratado com esquema RHZ (rifampicina, isoniazida e pirazina-
mida) durante 6 meses, em outro servi¢o. Exame radiografico
do toérax demonstrou fibrose nos apices pulmonares, a prova
de funcao pulmonar evidenciou alteragdo restritiva e as provas
de atividade inflamatoria estavam alteradas, com proteina C
reativa e hemossedimentag@o aumentada. A pesquisa de bacilos
alcool-acido resistentes (BAAR) no escarro foi negativa. O
eletrocardiograma e o ecocardiograma estavam sem alteracdes.
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Em abril de 2007, continuava com as mesmas queixas,
porém negava dispneia paroxistica noturna, ortopneia, febre
e perda ponderal. A radiografia de térax evidenciou opaci-
dade reticular bilateral nos apices pulmonares. A tomografia
revelou lesdo fibrorretratil em ambos os apices pulmonares,
com multiplas cavidades cisticas e aeradas; presenca de area
de condensagdo no segmento apical posterior esquerdo. A
pesquisa de BAAR no escarro foi novamente negativa e o
teste de Mantoux foi reator (10 mm). A sorologia para HIV
foi negativa. Iniciado tratamento para tuberculose com es-
quema RHZ.

Em julho de 2007, acrescentou-se tosse seca as queixas
anteriores. Foram mantidos os medicamentos para a doenga
de base ¢ o esquema triplice. Em outubro de 2007, ainda
apresentava dispneia, a tosse passou a ser produtiva com piora
noturna e perda ponderal de 3 kg em um més.

Em julho de 2008, continuava com dispneia e tosse pro-
dutiva com expectoracdo amarelada associada a sudorese
noturna sem perda ponderal. Foi internado no Servigco de
Pneumologia para elucidacao diagnostica. A tomografia de
térax evidenciou cavitagdes em ambos os apices pulmona-
res, com material em seu interior sugerindo bola fungica.
A fibrobroncoscopia confirmou os achados radiograficos.
Em quatro amostras diferentes de escarro ndo foram, mais
uma vez, visualizados BAAR. O exame micologico direto
da bidpsia pulmonar apontou presen¢a de hifas hialinas
septadas com ramificacdo em angulo de 45°. A cultura da
biopsia pulmonar teve crescimento de 4. fumigatus. O exa-
me anatomopatoldgico da bidpsia pulmonar foi sugestivo de
bola fungica por hialo-hifomicose. Optou-se por encaminhar
o paciente para avaliagdo do servigo de Cirurgia Toracica e
Cardiovascular para planejamento da estratégia terap€utica
cirurgica.

Em agosto de 2008, os sintomas prévios pioraram. Aguar-
dava a internagdo pelo Servico de Cirurgia Toracica e Cardio-
vascular. Em outubro de 2008, houve piora clinica do paciente,
que foi internado na UTI da Cirurgia Cardiaca. A radiografia
pré-cirirgica posteroanterior (Figura 1A), identificou lesdes
cronicas nos apices pulmonares. A tomografia pré-cirurgica
de torax em corte axial (Figura 1B) identificou a presenca de
uma lesdo cavitaria no apice de pulmao direito contendo massa
ovoide e imagem de crescente de ar entre a massa ¢ a parede
da cavidade. No apice esquerdo, foram identificadas outras
duas massas (aspergilomas).

Foi decidida como estratégia terapéutica a realizacdo de
lobectomia pulmonar bilateral em tempos diferentes. No pri-
meiro tempo cirrgico, o paciente foi submetido a lobectomia
superior direita, sem intercorréncias. O exame anatomopa-
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Figura 1. A) Radiografia pré-cirirgica postero-anterior de térax eviden-
ciando lesdes cronicas em apices pulmonares; B) Tomografia pré-cirtirgica
em corte axial evidenciando massa em apice pulmonar direito e duas em
apice pulmonar esquerdo.

toldgico macroscopico identificou tecido pulmonar vinhoso
com focos de antracose e uma cavidade contendo material
pastoso pardo e fétido medindo 9,0 x 3,0 x 2,5 cm. A analise
microscépica identificou pneumopatia fibrosante extensa com
inflamagdo cronica e aguda abscedante com infecgdo fingica
por hialo-hifomicose associada a zigomicose e Actinomyces
spp. (Figura 2).

No terceiro dia do pos-operatdrio evoluiu com atelectasia
no pulmao direito. Uma fibrobroncoscopia de emergéncia foi
sugestiva de oclusdo do bronquio lobar médio, porém nova
toracotomia ndo confirmou esse achado. Nos dias subsequen-
tes, 0 paciente permaneceu sem expansdo pulmonar direita,
evoluindo com choque séptico refratario ao tratamento clinico
e obito.
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Figura 2. A) Lamina histologica da bidpsia pulmonar, de outubro de
2008, do material da bola fungica, com presenga de hifas e conideos
sugestivos de Aspergillus spp. (As) associados a Actinomyces spp. (Act).
(coloragdo: PAS; aumento: 400x). B) Lamina histologica da biopsia pul-
monar, de outubro de 2008, do material da bola fingica, com presenca de
hifas de Aspergillus spp. (As — observar septagao em 45°) e zigomicetos
(Zig — observar hifas mais espessas com septagao em 90°). (Coloragao:
Grocott; aumento: 400 x).

DISCUSSAO

Apresentamos um caso raro de EA com grave doenca fungica
pulmonar mista. A prevaléncia de doenga pulmonar em pacien-
tes com EA varia de 0% a 30%%."' A principal manifesta¢do
pulmonar ¢ a fibrose pulmonar apical como a que este paciente
apresentava. A cavitagdo ¢ menos frequente.” As causas da
doenga pulmonar tém sido atribuidas a razdes mecanicas (a
rigidez da coluna toracica ¢é responsavel por disturbio restri-
tivo) e, também, a inflamacgéo intersticial pulmonar.® Por tais
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motivos e, muitas vezes, em tratamento imunossupressivo, os
pacientes com EA tém maior risco de infec¢des pulmonares.
A tuberculose costuma ser a infecgdo pulmonar mais frequente
nos pacientes com EA que apresentam fibrose pulmonar.* A
infecgdo por Aspergillus spp. (aspergiloma) ocorre dentro de
uma cavidade pulmonar preexistente, por exemplo, a decor-
rente de tuberculose prévia. O nosso paciente foi tratado para
tuberculose pulmonar em outro servigo e apresentava fibrose ¢
cavitagdes apicais pulmonares. Embora em nosso atendimento,
em nenhum momento tenha sido comprovada a existéncia de
tuberculose, foi iniciado um novo tratamento com esquema
triplice porque a possibilidade de micose pulmonar nio havia
sido considerada. A associagdo entre EA e aspergilose ¢ rara.
Rosenow et al.’ descreveram aspergiloma em somente 5 (0,2%)
de 2.080 pacientes com EA.

Nas hialo-hifomicoses, os agentes apresentam-se como
hifas hialinas, septadas, bifurcando-se em angulo agudo, en-
quanto que nas zigomicoses a septagdo é em angulo de 90°.3

Na avaliagdo radiografica, o aspergiloma aparece como
tumor oval a arredondado com opacidade de tecido mole dentro
de uma cavidade pulmonar. Tipicamente, separam-se da parede
da cavidade por um espago acrado conhecido como sinal do
crescente de ar. O aspergiloma move-se conforme a posi¢ao do
corpo do paciente. Embora pacientes com aspergiloma possam
ser assintomaticos, muitos tém tosse, dispneia ¢ hemoptise.’

Além do aspergiloma, outras apresentagdes da aspergilose
podem ser descritas como a aspergilose pulmonar necrosante
cronica (APNC) e a aspergilose invasiva (Al). O tratamento
antifingico sistémico com anfotericina B, isoladamente ou
em combinacdo com flucitosina, pode apresentar excelentes
resultados nos casos de Al, mas ¢ muito pobre nos casos de
aspergiloma. Agentes mais recentes como o itraconazol e o
fluconazol, de amplo espectro de agdo, tém mostrado resul-
tados animadores com menor toxicidade.” Nos casos em que
a farmacoterapia se mostre insuficiente, existe indicacdo de
ressecgdo cirtirgica por meio de cirurgia toracica.’

Franquet ez al.® descreveram o caso de um paciente portador
de EA, com 15 anos de evolucdo, com hemoptise, dispneia
progressiva, emagrecimento e febre. Nao havia histéria de
tuberculose. Os exames de imagem mostraram extensa fibrose
dos lobos apicais, além de lesdo cavitada com contetido ovoide
em seu interior com sinal do crescente de ar. A microbiologia
revelou hifas fingicas septadas, em angulo de 45°, compativeis
com Aspergillus spp. Nota-se que, da mesma forma ao caso
por nos relatado, Fanquet et al.® encontraram evolug@o clinica,
imagens pulmonares e achados microbioldgicos semelhantes.

Em outra publicacdo, Elliott ef al.” relataram um paciente
com EA, de 35 anos de evolugdo, que desenvolveu APNC e
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aspergiloma tratados com sucesso com antifungico sistémico.
O paciente tinha sido admitido com quadro de sindrome con-
sumptiva, além de tosse produtiva, dispneia e febre. O paciente
recebeu itraconazol por 6 meses. Diferentemente ao caso
relatado por Elliott et al.,” o presente paciente foi direcionado
para tratamento cirtrgico.

Ja no inicio da década de 1970 Kennedy et al.® relataram
dois casos de pacientes do sexo masculino com EA, fibrose de
l6bulos superiores e cavitacdo, que evoluiram com infec¢do
fungica pulmonar por agentes diferentes combinados. Neste
relato de caso, foram identificadas cepas fingicas sugestivas de
Aspergillus spp., Zygomycetes e Actinomyces spp. combinadas.
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Concluimos que existe a necessidade de vigilancia e acompa-
nhamento de doenga pulmonar nos pacientes com EA de longa
evolucdo, principalmente naqueles pacientes com sintomas
pulmonares. A possibilidade de micose pulmonar deve ser aven-
tada sempre que uma resposta medicamentosa seja insatisfatoria
ou a evolucdo ndo seja compativel com a evolugdo pulmonar
da propria EA e ou da tuberculose. Sugerimos a avaliagdo in-
dividualizada de cada caso com imagens (radiografia simples
e tomografia computadorizada), endoscopias respiratdrias,
exames de microbiologia e acompanhamento multidisciplinar
das especialidades médicas envolvidas no sentido de minimizar
a morbidade e a mortalidade desses pacientes.
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