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Sindrome de Baggio-Yoshinari: relato de caso
Baggio-Yoshinari Syndrome: case report
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RESUMO

A doenca de Lyme é causada pela infecgao por diferentes espécies do género Bor-
relia e transmitida por picada de carrapatos da familia Ixodidae e similares sendo
responsavel por manifestagdes clinicas sistémicas como cutaneas, articulares, car-
diacas e neurolégicas. Por apresentar particularidades quanto ao agente etioldgico,
transmissao e diagndstico, e por nao existirem no Brasil relatos conclusivos da ocor-
réncia da Doencga de Lyme com as caracteristicas clinico-laboratoriais encontradas
no hemisfério norte, foi optado pela mudanca da nomenclatura no Brasil para Sin-
drome de Baggio-Yoshinari (SBY). E analisado nesse relato um caso internado no
Hospital Universitario da Universidade de Sao Paulo que cursou exclusivamente com
manifestagdes neuroldgicas da SBY (radiculite periférica, paralisia facial e compro-
metimento cerebelar) e auséncia de manifestagdes cutaneas ou articulares.

Unitermos: Doenca de Lyme; Borrelia burgdorferi; Radiculopatia; Paralisia facial.

ABSTRACT

Lyme disease is caused by the infection by different species of the genus Borrelia and
transmitted by the bite of ticks of the Ixodidae family and its similar. It is responsible
for systemic clinical manifestations such as skin and joints lesions, cardiac and neu-
rologic symptoms. Since this disease presents peculiarities concerning the etiologic
agent, transmission and diagnosis, and there are no conclusive reports in Brazil about
the occurrence of Lyme disease, with the same clinical and laboratory features as in
the northern hemisphere, it has been chosen to change the nomenclature in Brazil for
Baggio-Yoshinari Syndrome (BYS). It is analyzed in this report a case treated in the
Hospital Universitario da Universidade de Sao Paulo who presented exclusively neu-
rological manifestations of the BYS (radiculopathy, facial nerve palsy and cerebelar
envolvement) without skin or joint manifestations.

Keywords: Lyme disease; Borrelia burgdorferi; Radiculopathy; Facial paralysis.
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INTRODUGAO

A doenga de Lyme é causada pela infeccao
por diferentes espécies do género Borrelia, deno-
minadas de Borrelia burgdorferi sensu lato, e trans-
mitida por picada de carrapatos da familia Ixodidae
e similares sendo responsavel por manifestacoes
clinicas sistémicas como cutaneas, articulares, car-
diacas e neuroldgicas.’

Por apresentar particularidades quanto ao
agente etioldgico, transmisséo e diagnostico, e por
nao existirem no Brasil relatos conclusivos da ocor-
réncia da Doenga de Lyme com as caracteristicas
clinico-laboratoriais encontradas no hemisfério nor-
te, foi optado pela mudanga da nomenclatura no
Brasil para Sindrome de Baggio-Yoshinari no intuito
de substituir as nomenclaturas prévias dadas para
as sindromes brasileiras semelhantes a doenca de
Lyme.234

O seguinte relato descreve um caso compa-
tivel com a recém denominada Sindrome de Bag-
gio-Yoshinari, diagnosticado no Hospital Universita-
rio da Universidade de S&o Paulo.

Relato de Caso

Paciente de 51 anos, masculino, procurou
o Pronto Socorro do Hospital Universitario na Uni-
versidade de Sao Paulo com queixa de parestesia
em bota e luva ha 3 dias, paralisia facial periférica
a esquerda e dificuldade para deambulagdo ha 1
dia. Negava outros sintomas como febre, dispnéia,
emagrecimento ou processo infeccioso recente.

Apresentava como antecedentes hipertensio arte-
rial sisttmica (HAS), gota e diabetes mellitus diag-
nosticados ha 6 meses. Estava em uso de AAS
100mg, metformina 500 mg 2 vezes ao dia e capto-
pril 25 mg 1 vez ao dia. Negava tabagismo, referia
etilismo social. Morava em regido rural na periferia
da cidade de Sao Paulo. Realizava atividade fisica
regularmente (caminhada 10 km por dia). Apresen-
tava como antecedentes familiares HAS, insuficién-
cia coronariana e acidente vascular cerebral.

Ao exame fisico de entrada apresentava-
se em bom estado geral, pressao arterial 197X127
mmHg, frequéncia cardiaca 68 bpm, frequéncia
respiratoria 14 irpm, saturacéo de oxigénio em ar
ambiente de 96%, afebril, hidratado, anictérico,
acianotico, pulsos palpaveis simetricamente em
membros superiores e inferiores, sem linfonodos
palpaveis, exame fisico cardiaco, pulmonar e abdo-
minal sem alteragbes propedéuticas.

O paciente ao exame neuroldgico apresen-
tava-se: consciente, contactuante, orientado, esca-
la de Glasgow 15, forga muscular grau IV em mem-
bros inferiores, diminuicdo dos reflexos profundos
em membros inferiores, discreta alteracdo da sen-
sibilidade em pés, parestesia em bota e luva, para-
lisia facial periférica a esquerda, sem alteragado dos
outros pares cranianos, marcha “ebriosa” com sinal
da “danca dos tenddes” em membros inferiores, si-
nal de Romberg negativo, auséncia de nistagmo e
disdiadococinesia, index nariz negativo. Os exames
laboratoriais de sangue e liquor estdo apresentados
nas tabelas 1 e 2 respectivamente.

Tabela 1 — Exames Laboratoriais da admissao - sangue

Exame Valor Exame Valor
Uréia mg/d| 62 Hemoglobina g/dl 17,7
Creatinina mg/dL 1,2 Hematécrito % 55
Clear creatinina ml/min 82 Leucécitos /mm3 7900
Sédio mEq/L 135 baston/ segm % o/ 66
Potassio mEq/L 4,8 Eos/ linfoc % 1/ 23
Calcio i mmol/L 1,27 Monoc % 10
Magnésio mg/dL 1,9 Plaquetas /mm3 226.000
Fosforo mg/dL 3,2 Acido Folico ng/mL 16
Glicemia mg/dL 177 Vitamina B12 pg/dL 822
Proteina C Reativa 6 HIV Nao reagente
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Tabela 2 — Exames Laboratoriais da admisséao - liquor

Exame Valor Exame Valor
Proteina mg/dL 136  Células /mm3 3
Glicose mg/dL 111 Hemacias /mm3 1
Lactato mg/dL 22,5 Gram Flora bacteriana ausente
Cloreto mg/L 122 Cultura Sem crescimento
Pandy Positivo VDRL Negativo

Tomografia computadorizada de cranio:
sem alteragdes. Eletrocardiograma: ritmo sinusal,
dentro da normalidade. Raio-X de térax: area car-
diaca no limite superior da normalidade, campos
pulmonares normais.

Com o quadro clinico apresentado, exa-
mes iniciais e o liquor apresentando dissociagao
proteino-citoldgica, foram levantadas as hipoteses
de polineuropatias inflamatérias agudas como a
Sindrome de Guillain-Barré e sua variante Miller-
Fischer. Pelo acometimento de nervos cranianos
(VIl par) e a presencga de sinais periféricos neu-
rolégicos foi solicitado ainda sorologia para HIV,
sifilis e Borrelia burgdorferi além de provas de ati-
vidade inflamataria.

No 4° dia de internagao, o paciente evoluiu
com piora da forga muscular em membros inferio-
res (grau lll-IV) e da ataxia, além do surgimento
de retencao urinaria. Devido a piora do quadro foi
administrada Imunoglobulina (Endoglobulin Kiovig
Imunoglobulina G) por 5 dias. Durante esse periodo
evoluiu com melhora completa da retencéao urinaria,
porém sem melhora expressiva dos outros sintomas
neurologicos: andava ainda com dificuldade (com
auxilio de andador) e mantinha parestesia em bota
e luva. Realizada Ressonancia Nuclear Magnética
de cranio que se mostrou normal. Nao houve pro-
gressao do quadro neuroldgico, mas referia apenas
aparecimento de insonia.

A sorologia para Doenca de Lyme Simile
(Sindrome de Baggio-Yoshinari) resultou positiva
— ELISA IgG 1/800 (VR: até 1/400), IgM negativo;
Western Blotting (WB) IgG 4 bandas (VR: positivo
se 4 ou mais bandas) e IgM negativo. Iniciado trata-
mento com Ceftriaxone 2g por 30 dias.

Ap0ds o inicio da medicagao o paciente apre-
sentou anemia e leucopenia, sendo substituida no
14° dia por Doxiciclina 100 mg 2 vezes ao dia por
mais 2 meses. Apresentou nesse periodo melhora
importante do quadro, passando no final da interna-
¢ao a andar somente com bengala, forca muscular

grau V-V em membros inferiores, porém manteve
insénia, reflexos profundos dos membros inferiores
diminuidos, e parestesia em bota e luva. Recebeu
alta no 28° dia de internagao.

No seguimento Ambulatorial, o paciente
apresentou progressivamente melhora do quadro
neuroldgico e independéncia funcional, porém ain-
da manteve os reflexos profundos dos membros in-
feriores diminuidos.

DISCUSSAO

O relato acima mostra um caso compativel
com a Sindrome de Baggio-Yoshinari (SBY) recém
definida como enfermidade de origem infecciosa
transmitida por carrapatos dos géneros Amblyom-
ma e/ou Rhipicephalus, causada por espiroquetas
do complexo Borrelia burgdorferi sensu lato de mor-
fologia atipica e incultivavel.* Apresenta quadro cli-
nico semelhante a Doenga de Lyme, exceto pela
ocorréncia de recidivas clinicas e desordens au-
toimunes.* Por apresentar particularidades quanto
ao agente etioldgico, transmissdo e diagndstico, e
por nao existirem no Brasil relatos conclusivos da
ocorréncia da Doenca de Lyme com as caracteristi-
cas clinico-laboratoriais encontradas no hemisfério
norte, foi optado pela mudang¢a da nomenclatura no
Brasil para SBY.*

O caso relatado cursou exclusivamente
com manifestagdes neuroldgicas, uma vez que o
paciente negou antecedentes de comprometimento
cutaneo ou articular prévios. O dado epidemioldgi-
co relacionado a picada de carrapato também néao
foi relatado pelo paciente. E descrito que a enfermi-
dade no Brasil é recorrente e a data do sintoma ini-
cial nem sempre é recordado, podendo ter ocorrido
meses ou décadas do episddio atual. A presencga de
anticorpos contra B. burgdorferi da classe 1gG no
ELISA e WB reforcam esta hipotese. Dos pacien-
tes com manifestagdo neurolégica é descrito que
apenas 53,3% referem picada prévia por carrapato,
43,3% apresentam eritema migrans e 56,7% mani-
festagdes articulares.®
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As manifestacdes neurolégicas da SBY,
inicialmente descritas por Yoshinari et al.® e atua-
lizadas por Shinjo et al.® (pela analise temporal e
prospectiva de uma casuistica de 30 pacientes com
sintomas neurolégicos), sdo encontradas em 25%
dos pacientes em dados brasileiros.®

Os principais sintomas neuroldgicos en-
contrados na SBY sao: meningite linfomonocitaria
(50%), radiculite periférica (53,3%) e neurite crania-
na (43,3%) acometendo principalmente os nervos
facial e oculomotor, podendo haver casos de en-
cefalite e/ou encefalomielite.®* O paciente do caso
relatado apresentou como manifestagées radiculite
periférica e paralisia facial, porém sinais de menin-
gite nao fizeram parte de seu quadro clinico.

O paciente apresentava ainda comprome-
timento cerebelar sendo que a perda do equilibrio
e a marcha ataxica foram encontrados em 3,3%
e 10% respectivamente por Shinjo et al.® Insénia
e alteracdes esfincterianas presentes no paciente
também sao descritas na sindrome mas com me-
nor freqiiéncia.?

O diagnéstico da SBY € essencialmente
clinico. O critério diagnéstico adotado pelo servi-
¢o de Reumatologia do Hospital das Clinicas da
Faculdade de Medicina da Universidade de Sao
Paulo (HCFMUSP) baseia-se em trés parametros
maiores, dentre eles: a) clinica pertinente (eritema
migrans ou complicacao sistémica — articular, neu-
roldgica, cardiaca ou ocular); b) sorologia positiva
para B. burgdorferi nos padrdes adotados no LIM-
17 do HCFMUSP; e c) epidemiologia compativel; e
em trés parametros menores, a saber: a) episodios
de recorréncia; b) sindrome da fadiga crénica; e c)
visualizagao de “Espiroquetideos” a microscopia de
campo escuro. E definido como caso positivo quan-
do houver a presenca de trés critérios maiores ou de
dois critérios maiores e dois critérios menores.*7
No caso descrito, o diagndstico foi feito a partir da
presenca dos trés critérios maiores.

Os dados laboratorias devem ser interpreta-
dos com cuidado ja que um aspecto importante da
SBY ¢é a dissociacgao clinico-laboratorial, como por
exemplo, negatividade de exames que indicam ati-
vidade inflamatéria aguda mesmo em vigéncia de
processos inflamatdérios como artrite, meningite ou
neurite — fato também observado no caso relatado.*

Quanto a sorologia, o procedimento para de-
monstrar anticorpos anti-Borrelia burgdorferi foi mo-
dificado no LIM 17 HCFMUSP. Utiliza-se a cepa G

39/40, de origem americana (ELISA e Westen Blot-
ting) na falta de um isolado brasileiro, apresentando
com isso, titulos baixos e flutuantes com riscos de
encontrar falso-negativos e positivos (como sifilis,
lupus eritematoso sistémico, artrite reumatoide, es-
clerodermia, infecg¢des virais, rickettsioses agudas
e neuropatias crénicas). Na fase aguda da zoonose
(até 3 meses da picada do carrapato) ocorre predo-
minio de anticorpos da classe IgM e apds, de IgG.
Ainda ndo existem dados sobre a sensibilidade e
especificidade desses testes soroldgicos no Brasil.
Doentes com SBY desenvolvem sorologia positiva
em aproximadamente 65% dos casos enquanto em
individuos normais a frequéncia de positividade é
de aproximadamente 16%.4

A alteracéao liquérica encontrada no caso —
caracterizada pela dissociagao proteino-citoldgica
— foi encontrada em 3 pacientes dos 18 casos estu-
dados por Shinjo et al®. Neste estudo de Shinjo, a
principal alteracao liquérica encontrada é a pleoci-
tose linfomononuclear com concentracao de prote-
inas normal ou aumentada. A pesquisa de anticor-
pos anti-B. burgdorferi no liquido cefalorraquidiano
pode ser util quando houver suspeita de acometi-
mento neurolégico, mas apresenta as mesmas res-
tricdes do estudo sorolégico e grande numero de
falso-positivos.*

Quanto ao tratamento, a antiobioticoterapia
tem como objetivo minimizar e encurtar a duragao
do episddio da doenca sendo frequentemente nao
satisfatoria, especialmente quando a doencga progri-
de com episddios de recorréncia.® Nos casos onde
ha comprometimento neurolégico é recomendado o
tratamento com ceftriaxone 2g/dia por 30 dias se-
guido de doxiciclina 100 mg duas vezes ao dia por 2
meses podendo ser associado hidroxicloroquina.3#

CONCLUSAO

Devemos sempre pensar na SBY como
diagnéstico diferencial frente a um paciente com
manifestacdes neurolégicas como radiculite peri-
férica, meningismo ou neurite craniana indepen-
dente de antecedentes recentes de picada por
carrapato ou de manifestagdes cutaneas ou articu-
lares, tendo em vista que a enfermidade no Brasil
pode evoluir com longo periodo de laténcia e com
recidivas clinicas.
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