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CASO CLINICO

Leishmaniose cutinea recidivante
com alteracoes 0sseas — Relato de um caso
Luiz Valda Rodriguez!, Fernando Cirdenas Uzquiano?, Philippe Desjeux 3, Samuel W. Caldern Valled.

Resumo

Apresentamos um paciente de sexo
masculino, de 23 anos de idade, com le-
sées ulcerosas de leishmaniose recidivante
em membros inferiores. Uma delas locali-
zada no dorso do pé esquerdo, ao nivel da
regido metatarso-falangiana dos tltimos ar-
telhos, desenvolveu ostedlise do 4° arte-
tho com lesées osteopordticas, formacoes
quisticas e acometimento das cartilagens
articulares nas estruturas ésseas vizinhas.

Comenta-se a raridade das formas re-
cidivantes e do comprometimento 6sseo
na leishmaniose e se comparam os relatos
da literatura com este primeiro caso obser-
vado em nosso pais.

Unitermos: leishmaniose cutinea recidivante; al-
teragdes dsseas
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ei

A leishmaniose, somente superada em

importancia pela maldria, dentro das para-
sitoses produzidas por protozoarios intra-
celulares, afeta aproximadamente 12 mi-
Ilhées de pessoas em todo o mundo!!4,
Em nosso pafs, representa uma das pato-
logias cuténeas mais importantes nas re-
gides tropicais e subtropicais dos Depar-
tarnentos de La Paz, Santa Cruz, Benie Pan-
do. onde se observaram quase a totalida-
de de formas clinicas da leishmaniose co-
nhecidas em outros lugares.

Desde a primeira descricdo de Christo-
pherson (citado por Vilanova'9) em 1923,
a leishmaniose cutanea recidivante ou me-
taleishmaniose, caracterizada pela reapa-
ricdo de lesdes de tipo lupdide sobre uma
cicatriz leishmaniética anterior, foi poucas
vezes relatada na literatura. Da mesma ma-
neira, € pouco freqliente o comprometi-
mento 6sseo, ao contrario do ataque car-
tilaginoso que no caso da leishmaniose te-
gumentar americana, representa, segundo
Pessoa e Barreto (citado por Furtado e
cols.8), 60% da afec¢éo da cartilagem na-
sal, chegando esta localizacdo a 81% em
nosso pais®, pelo que se diz que a leish-
maniose € uma enfermidade condréfila,
N&s tivemos a oportunidade de observar
no Servico de Dermatologia do Hospital
das Clinicas de La Paz — Bolivia, um pacien-
te com leishmaniose cuténea recidivante
que desenvolveu alteragdes ésseas a nivel
do pé, cuja histéria passamos a relatar, co-
mo contribuigdo a bibliografia desta impor-
tante patologia.

Caso clinico

CV.S. 23 anos de idade, natural da pro-
vincia Los Andes do Altiplano boliviano.
Foi internado pela primeira vez no Servi-
¢o de Dermatologia do Hospital das Clini-
casde LaPaz, em 23/11/81, por apresentar
uma dermatose que apareceu um ano an-
tes. quando o paciente trabalhava em ati-
vidades agricolas na localidade de San Bor-
ja (Beni). Nessa ocasiao, ao realizar o exa-

me fisico, observamos numerosas lesdes
Glcero-crostosas de bordas definidas e ta-
manho varidvel, disseminadas em mem-
bros inferiores, antebraco esquerdo e fa-
cedireita. A ulceracdo maior, localizada na
regido metatarsiana dos altimos artelhos
do dorso do pé esquerdo, diferia morfolo-
gicamente das anteriores por apresentar
numerosas granulagdes amarelentas na su-
perficie, que lhe davam um aspecto lupdi-
de (Fig. 1); da mesma maneira, a lesdo da
face direita com grande infiltracdo de bor-
das, limitando uma ulceracao linear, seme-
Ihante a uma goma esporotricoide (Fig. 2).
Efetuou-se o estudo histopatoldgico de
bidpsias obtidas de pé, perna e face, que
mostrou, em todas, uma estrutura granu-
lomatosa tuberculdide compativel com
leishmaniose. As intradermorreacdes com
leishmania e esporotricina foram negativas,
e também a investigacdo de leishmanias
por exame direto. Outros exames comple-
mentares (hemograma, urina, glicose e fe-
zes) ndo apresentavam alteracdes.

Pela procedéncia do paciente, as carac-
teristicas clinicas e o estudo histopatolégi-
co compativel, concluimos que se trata de
uma leishmaniose cutdnea de lesdes nu-
merosas e formas clinicas variadas.

Realizou-se o tratamento com Glucan-
time intramuscular e posteriormente com
tartaro emético (devido & falta de Glucan-
time em nosso pais). Com ambos medica-
mentos, ao final de aproximadamente trés
meses, obteve-se a desaparicdo completa
detodas as tlceras, deixando em seu lugar,
cicatrizes atroficas caracteristicas de leish-
maniose. Somente a lesdo do 4° artelho do
pé esquerdo apresentava uma cicatriz re-
tratil com luxacdo metatarso-falangiana
apreciavel, principalmente na radiografia
efetuada diasantes de sua alta médica, fa-
to atribuido a retracdo cicatricial, de acor-
do com uma avaliacdo no Servico de Or-
topedia e Traumatologia de nosso Hospi-
tal.

Em 15/9/86. o paciente foi internado pe-



Fig. 3 — Lesao lupdide dlcero-crostosa recidivante (1986)
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la segunda vez em nosso Servico. ao apre-
sentar. desde alguns meses, recidiva das al-
ceras sobre algumas cicatrizes de mem-
bros inferiores. Durante todo o periodo an-
terior, o paciente permaneceu em zonas
nao endémicas de leishmaniose. Ao exa-
me. encontramos uma Glcera de aproxima-
damente 6 x 4cm de diametro, de bordas
irregulares, ligeiramente infiltradas e de
fundo granulomatoso congesto. localizada
na regiao metatarso-falangiana do dorso
do 5 47 e parcialmente 3 e 2¢ artelhos
do pé esquerdo (Fig. 3). Na periferia de di-
ta ulceracao se observavam areas de cica-
trizacao antiga e persisténciada luxacao do
4° artelho, ja notada na primeira interna-
¢ao. Observamos também outras duas al-
ceras na regiao do calcanhar esquerdo e
regiao posterior da perna direita (Fig. 4).
aparecidas igualmente. sobre antigas cica-
trizes. Efetuaram-se os seguintes exames:
bidpsia de tlceras do pé esquerdo e per-
na direita. com o seguinte resultado: super-
ficie com escamo-crosta e material de fibri-
na; a derme profunda mostra infiltracio in-
flamatoria polimorta, com abundantes
plasmocitos, linfocitos ¢ histiocitos epite-
lidides. com tendéncia a formar granulo-
mas; nao se observou nenhum microorga-
nismo. Diagnostico histopatologico com-
pativel com leishmaniose. Imunofluores-
céncia para leishmaniose positiva a uma di-
luicdo de 1/40. Intradermorreacdo de Mon-
tenegro negativa. Inoculacao de material
biopsiado em hamster. negativa até os 45
dias. Nao se efetuou exame direto nem cul-
tura para leishmanmiose Hemograma: Eri-
rocitos: 4.490.000. Hb 13 5g dl Ho 4270,
VHS 20mm: Leucocttos 7900, Exame co-
proparasitologico. ovos de - hustolytica
Exame de urina, urcia. creatinina. bilirrutn-
Ndas € ransaminases NOTMdgis

Radiogratia do pe esquerdo: Ausencia
das falanges média e distal. com espicula
residual da falange proximal do 4. artelho,
diminuicao dodiametro das falanges pro-
ximais do 37 ¢ 5 artelhos Grande osteo-
porose das epitises distais do 20,37 4 ¢
57 metatarsianos Formacao de quistos os-
seos e comprometimento das cartilagens
articulares (Fig. 5).

A avaliacao do paciente no Servico de
Traumatologia descartou umda osteomieli-
te ot outro processo. conduindo que se
trata de uma lesio ossea do pé produzida
provaveimente por leishmaniose. Por ne-
gativa do paciente nio se pode realizar
exame histopatologico ou outro tipo de
exame da lesao Ossea. A avaliacdo do pa-
ciente pelo Servico de Otorrinolaringolo-
gia descartou a existéncia de comprame-
timento mucoso nasofaringeo.

Com o diagnostico de leishmaniose re-
cidivante e comprometimento dsseo. efe-
tuou-se o tratamento com Anfotericina B.
via intravenosa, obtendo-se cicatrizacao
completadaslesdes dotornozelo esquer-
doe perdadireita a ulceracdo do dorso do
pé esquerdo cicatrizou em 90%. persistin-
do uma marcada retracéo residual do 4+
artelho do mesmo pé, com alteracdes 6s-



Fig. 6 — Cicatrizacio depois de tratamento com anfotericina B (1986)

seas sem modificagdo radioldgica (Fig. 6).
O paciente permanece no nosso Servico
sob controle e administracao de uma do-
se prolongada de Anfotericina B, para pre-
caver-se de uma eventual recidiva de suas
lesdes no futuro.

Comentarios

Consideramos que a presente observa-
¢&o constitui um caso particular de leish-
maniose, observado pela primeira vez na
Bolivia, no qual nosso paciente € portador,
ao mesmo tempo, de numerosas formas da
enfermidade, com recidiva de algumas le-
sdes e o comprometimento dsseo localiza-
do. numa delas. Com efeito, pudemos ob-
servar na primeira internagao, a sucessao
de numerosas lesdes ulcerosas apresen-
tando trés formas clinicas da enfermidade:
lupdide a nivel do pé, ectimatdide em ou-
tras regides de membros inferiores e espo-
rotricéide na face. Esta associacdo simul-
tanea de formas clinicas variadas num mes-
mo paciente, ainda que pouco freqglente,
nao € excepcional, tal como demonstraram
Louvet e cols." para o botdo do Oriente
e Elfren Solano® para a leishmaniose te-
gumentar americana. No que diz respeito
ao carater recidivante de algumas lesdes
€m Nosso paciente, © Mesmo correspon-
de indiscutivelmente a forma recidivante
de leishmaniose, denominada também me-
taleishmaniose, a qual foi relatada infre-
glientemente no botao do Oriente e mui-
to menos na leishmaniose tegumentar
americana.

Segundo Nicolis e cols.1® a metaleish-
maniose representa de 3 a 10% dos casos
de leishmaniose observadosna Grécia, en-
tretanto, so a observacdo de Paes de Oli-
veiral'e) de lesdes lupdides reaparecidas
quatro anos depois da cicatrizaco inicial,
numa criangade 11 anos, constitui, segun-
do nosso conhecimento, o primeiro caso
americano de metaleishmaniose. Recorde-
mos que a leishmaniose cutanea recidivan-
te estd caracterizada por lesdes de tipo lu-
poide, aparecidas sobre, na periferia, ou vi-
zinhas a uma cicatriz leishmaniotica ante-
rior, e que persistem geralmente durante
numerosos anos, sendo rebelde a trata-
mento; assim, 16 anos para o caso de Sa-
miilt8, 24 anos para o caso de Hart e
cols.9 e 31 anos para o caso de Gitelson
(citado por Vilanova'9).

Mas este tltimo caso ndo coincide com
nosso caso, cujas lesdes de tipo lupdide
{(variedade ulcero-crostosa) do dorso do
pé, reaparecidas cinco anos depois da ci-
catrizacdo, se resolveram com facilidade
com tratamento por alguns meses, com
Glucantime na primeira internacao e ulti-
mamente com Anfotericina B.

Para explicar a causa darecidiva, Nico-
lis e colst! e Farah e col.® supdem uma
reativacao deleishmaniose intracelular de-
vido a uma modificacdo da imunidade lo-
cal, e Girard e cols.t” atribuem este fato a
uma metastase de origem enddgena. Am-
bas hipéteses ainda nao foram confirma-
das.
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Finalmente, o comprometimento dsseo
numa les&o de nosso caso nos leva a am-
pliar o comentério, devido ao infreqiente
acometimento desta estrutura pela leish-
maniose. Apesar de nao ter sido possivel
efetuar um exame histologico e isolar leish-
manias da lesdo dssea, que poderiam cer-
tificar a origem parasitdria de dita alteracdo,
sua localizagao subjacente a tlcera cutanea
leishmanidtica e a exclusdo de outras etio-
logias de alteragdo Gsteo-articular pelos
exames radiograficos, nos levam a supor tal
origem em nossa observacio.

Aslesdes Gsseas por leishmanioses ra-
ramente foram relatadas, tanto no botdo do
Oriente como na leishmaniose tegumentar
americana; assim, Kniffer e Politzer (citados
por Rabelo'”) mencionam afinamento das
diafises das falanges com focos extensos
de necrose dssea de contornos irregulares
e outras alteracdes em correspondéncia
com o local de lesdes de botdo do Orien-
te. Kochs!'9, em 1959, relatou uma lesdo
Ossea de tipo periostite e ostefte, subjacen-
te a uma ulcera leishmanictica da perna de
uma mulher &rabe; o autor supde neste ca-
SO a presenga de um traumatismo prévio
na zona de protuberancia ssea que expli-
caria a perda da cortical 6ssea e o acome-
timento posterior da esponjosa. Manson-
Bahr!12 jlustra igualmente o caso de uma
crianca do Ird, que padecia de botao do
Oriente com comprometimento mucoso
de nariz e boca, que levou & destruicdo da
cartilagem e do osso nasal. semelhante 2
leishmaniose tegumentar americana.

Na leishmaniose tegumentar america-
na. foram também relatadas lesdes dsseas
tipo osteite e periostite. Assim, Barros e
cols.! descrevem, em 1953, alteracdes &s-
seas de localizacio naso-facial em corres-
pondéncia com lesdes mucosas, observa-
dasem 11 casos. Costa®?, em 1953, relatou
também um paciente de 30 anos, com 80
lesdes disseminadas de leishmaniose, uma
das quais, localizada no dedo indicador es-
querdo, chegando a uma dactilite com pe-
riostite, permitindo-lhe isolar leishmanias
ao exame de liquido obtido por puncdo da
articulacdo interfalangiana de dito dedo.
Casos similares ao deste autor foram tam-
bém comunicados anteriormente na Ar-
gentina por Arias Aranda e cols., e por Maz-
za e cols. (citados por Furtado e cols. ).
Em 1957, Guimaraes e cols.® informaram

de um caso de lesdes 6sseas numerosas,
com zonas de ostedlise e periostite em va-
rios dedos de m&os e pés. independentes
das lesdes cutaneas. Um ano mais tarde,
Furtado e cols.@ relataram um paciente de
20anos de idade, com 32 lesdes cutdneas
de leishmaniose, algumas acompanhando
o trajeto linfatico, e que desenvolveu igual-
mente dactilite maltipla a distancia das le-
sdes cutaneas.

Um dltimo caso de lesdo éssea por
leishmaniose & segundo nosso conheci-
mento, o referido por Medina e Lizardo(13)
em 1960, num paciente de 64 anos de ida-
de. no qual a mutilagdo completa da ore-
lha conduziu também & alteracio dssea do
ouvido médio e interno, demonstrada por
exame radiogréfico.

As observacbes anteriores confirmam,
assim. o comprometimento &sseo pela
leishmaniose, que ainda que pouco fre-
qlente, pde em discussao o carater emi-
nentemente “condréfilo” atribuido a esta
enfermidade. Com nossa observacao, real-
¢amos o polimorfismo clinico da leishma-
niose e aimportancia continua desta pato-
logia em nossos paises.

Summary
Recurring skin leishmaniasis with bone
lesions. Report of a case

We report a 23-year-old male patient
with multiple ulcerating lesions of recurring
leishmaniasis on the lower limbs. One of the
lesions was located on the dorsum of the
left foot in the metatarsal-phalangeal region
of the last digits and he developed psteol-
ysis of the 4t toe with osteoporosg, cysts
and involvement of the cartilages of the
joints of the surrounding bony structures.

We emphasize the rarity of the recurring
types and of the involvement of the bone
in leishmaniasis and we compare the
reports in the literature with this first case
observed in our country.

Uniterms: recurring cutaneous leishmaniasis;
bone lesions

Résumé
Présentation d'un cas de leishmaniose
récidivante avec Iésions osseuses

Il s'agit d'un malade de sexe masculin,
de 23 ans, présentant une leishmaniose
récidivante, comportant des lésions multi-
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ples a type d'ulcéres, au niveau des mem-
bres inférieurs; une de ces lésions, locali-
sée surle dos du pied gauche, au niveau de
larégion metatarso-phalangienne des der-
niers orteils a provoqué une osteolyse du
quatriéme orteil, avec des lésions d'osteo-
porose, des.formations kystiques et une
atteinte des cartilages articulaires au niveau
des structures osseuses voisines.

Les auteurs signalent la rareté dans la
leishmaniose des formes récidivantes avec
participation osseuse et comparent les cas
antérieurement décrits dans la littérature
avec ce cas de Bolivie.
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