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Article / Clinical Case Report
Artigo / Relato de Caso Clinico

Fistula traqueoesofagica associada a paracoccidioidomicose

Tracheoesophageal fistula associated with paracoccidioidomicosis

Antonio Carlos Nogueira?, Daniel Soares de Sousa Dantas®, Francisco Garcia Soriano?,
Simone Peres Pillic, Jodo Epalanga Junior Vidro?, Edmar Tafner¢, Lincoln Tavares de Andrade®,
Luis Masuo Maruta®, Hélio Minamoto®, José Pinhata Otoch', Jodo Augusto dos Santos Martines?

Nogueira AC, Dantas DSS, Soriano FG, et al. Fistula traqueoesofagica associada a paracoccidioidomicose. Autopsy
Case Rep [Internet]. 2011;1(3):31-8. http://dx.doi.org/10.4322/acr.2011.006

RESUMO

A paracoccidioidomicose é uma micose sistémica causada pelo
Paracoccidioides brasiliensis, que € encontrado em regides da América do
Sul e Central, com casos relatados do norte do México ao sul da Argentina.
As infecgbes causadas pelo P. brasiliensis frequentemente mimetizam outras
doencas. A paracoccidioidomicose pulmonar crénica € frequentemente
confundida com neoplasia ou tuberculose. Os autores apresentam o caso
de um homem de 57 anos internado com quadro de tosse crénica, fraqueza,
disfagia, mal estar e sindrome consumptiva. Fora submetido a tratamento
para tuberculose com rifampicina, pirazinamida e isoniazida ha 1 ano sem
melhora dos sintomas. Durante a investigacéo clinica foi diagnosticada
paracoccidioidomicose pulmonar com fistula traqueo-esofagica. A infecgao foi
tratada com anfotericina B deoxicolato e posteriormente com sulfametoxazol
e trimetoprim devido a desenvolvimento de insuficiéncia renal aguda. A fistula
foi tratada endoscopicamente com implante de protese traqueal para proteger
o broénquio esquerdo, seguido de clipagem do éstio esofagico da fistula.

Unitermos: Paracoccidioidomicose; Fistula traqueo-esofagica; Proteses e implantes.

ABSTRACT

Paracoccidioidomycosis is a systemic fungal disease caused by
Paracoccidioides brasiliensis, agent geographically distributed to certain
areas of Central and South America. The infection by P. brasiliensis has
been reported from north Mexico to south Argentina. Paracoccidioidomycosis
presents similar clinical findings of many other diseases whatever in acute or
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chronic scenarios. Chronic pulmonary paracoccidioidomycosis is frequently
misdiagnosed as malignancy or tuberculosis. The authors present a case
of a 57 year-old man admitted to the hospital due to a chronic consumptive
syndrome. He underwentanti-tuberculous treatmentwith rifampin, isoniazidand
pyrazinamide 1 year ago without resolution of the simptoms. During the clinical
investigation, pulmonary paracoccidioidomycosis with tracheoesophageal
fistula was diagnosed. The systemic infection was treated with deoxicolate B
amphotericin followed by sulfametoxazole and trimetoprin due to acute renal
function impairment. The fistula was endoscopically treated; inittialy with the
protection of left main bronchus with a tracheal prosthesis followed by the

esophageal fistula’s ostium clipping.

Keywords: Paracoccidioidomycosis; Tracheoesophageal fistula; Prostheses and implants.

RELATO DO CASO

Homem, 57 anos, natural da Bahia,
procedente de Sao Paulo — SP, aposentado,
trabalhou na agricultura e como servente de
pedreiro, procurou o pronto-socorro com queixa de
tosse produtiva de aspecto purulento ha 3 semanas.
Associado ao quadro referia perda ponderal nao
quantificada nos ultimos meses, anorexia, disfagia,
astenia e constipacdo intestinal ha 1 semana.
Negava febre, hemoptise, vomitos, melena,
hematémese, dor abdominal, ictericia, coluria ou
acolia fecal, lesdes tegumentares ou alteragbes
neurolégicas. Relatava como unico antecedente
morbido a historia de tuberculose pulmonar tratada
adequadamente ha 1 ano. Tabagista e etilista ha
30 anos tendo consumido, neste periodo, 1 litro
de aguardente diariamente. Ao exame fisico da
admissao apresentava-se em regular estado geral,
moderadamente descorado e desidratado, afebril,
acianotico, anictérico, eupnéico, caquético. O
exame pulmonar revelou térax sem alteracdes a
inspecdo, murmurio vesicular presente, simétrico
com roncos e estertores difusos e bilaterais. A
ausculta cardiaca mostrava ritmo cardiaco regular
em dois tempos, bulhas ritmicas e normofonéticas,
sem sopros. Os pulsos periféricos eram amplos,
simétricos e sincronicos. O abdome estava
distendido, flacido, porém com leve dor a palpacgao
profunda difusamente sem sinal de Blumberg,
ndao foram palpadas visceromegalias, nem
observados sinais de insuficiéncia hepatica. Os
membros inferiores nao apresentavam edema nem
tampouco sinais de trombose venosa profunda.
As hipoteses diagndsticas levantadas foram
neoplasia e tuberculose, sendo solicitados exames
complementares.

Os exames laboratoriais  mostraram:
hemoglobina = 11,6 g%, com indices hematimétricos
compativeiscomanemianormocitica, normocrémica,
leucécitos = 6500.mm= (bastonetes = 6%,
segmentados=83%, eosinofilos = 1%, linfocitos =8%,
mondcitos = 2%) e Sdédio = 132 mEq.L™, sem
outras alteracoes. A pesquisa de bacilo alcool-acido
resistente no escarro foi negativa em 3 amostras.
A sorologia para HIV foi negativa. A radiografia de
térax (Figura 1) revelou opacidade reticulo-nodular
difusa bilateral com discreto predominio nos
campos pulmonares superiores e peri hilar bilateral.
Solicitada tomografia computadorizada de térax que
evidenciou lesdo compativel com fistula traqueo-
esofagica acima do arco aortico (Figuras 2 e 3),
linfadenomegalia paratraqueal com ganglios de
1,5 cm de diametro sugerindo necrose/liquefagéo
central (Figura 4) e a presenca de fistulas adeno
brénquicas bilaterais (Figura 3). O parénquima
pulmonar exibia multiplas imagens cavitarias com
paredes espessadas predominando os lobos
superiores e multiplos nédulos disseminados alémde
bronquiectasias. A distribuicado do comprometimento
pulmonar é peri-hilar bilateral com aspecto de “asa
de borboleta” (Figura 5).

Apds o diagndstico de fistula traqueo-
esofagica foram solicitadas endoscopia digestiva
alta (EDA) e broncoscopia para elucidacao
etiolégica da mesma. A EDA mostrou leséo
ulcerada e infiltrativa de aproximadamente 3 cm
em esoOfago proximal, a cerca de 20 cm da arcada
dentaria superior. Observou-se orificio fistular no
fundo da ulceracéo (Figuras 6 e 7). A analise da
micro-vascularizagdo por cromoscopia eletronica e
magnificacdo de imagem foi sugestiva de provavel
lesdo neoplasica. Devido a presenca de fistula,
nao foi possivel efetuar cromoscopia com lugol. A
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Figura 1 — Radiografia de térax em PA - opacidade
reticulo-nodular difuso bilateral com discreto
predominio nos campos pulmonares superiores.
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Figura 2 — Tomografia de térax - corte sagital
evidenciando fistula traqueo-esofagica acima do
arco aortico.
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Figura 3 — Tomografia de torax A e B cortes coronais, janela de mediastino evidenciando fistula traqueo-
esofagica (seta superior), fistula para linfonodos (setas inferiores).

mucosa do restante do es6fago se mostrava com
aspecto normal em terco médio e distal. A transigcao
esofagogastrica, o estbmago e o duodeno nao
apresentavam alteragdes endoscopicas, exceto por
focos de enantema e depdsito de hematinaindicando
sangramento recente em mucosa de antro.

A broncoscopia revelou processo inflama-
tério/infiltrativo extenso, acometendo a regiao distal
da traquéia, carina principal e bronquio principal
esquerdo. Foi observado aspecto infiltrativo circular
da mucosa na emergéncia do brénquio principal
esquerdo com orificio fistular de aproximadamente
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6 mm além de processo inflamatério intenso nos
segmentos distais. Brénquios do pulmao direito
com processo inflamatério moderado (Figura 8).

O estudo histopatologico das bidpsias do
esb6fago revelou processo inflamatério crénico
granulomatoso com presencade fungos compativeis
com Paracoccidioides brasiliensis (Figura 9).

Devido a extensao da les&o e a gravidade
do caso, com insuficiéncia respiratéria (apdés o
procedimento endoscépico) optou-se inicialmente

S helalalalalalalalalal

Figura 4 — Tomografia de térax - corte axial, janela
para mediastino revelando a presenca de linfonodos
paratraqueais liquefeitos (setas).

pelo tratamento com anfotericina B deoxicolato,
porém em decorréncia da progressiva piora da
funcdo renal, optou-se pela substituicdo por
sulfametoxazol-trimetoprim, que foi mantido apos
alta hospitalar. A fistula traqueo-esofagica foi
corrigida com o implante de protese de traquéia
para manter a permeabilidade do brénquio fonte
esquerdo, evitando o seu colabamento. Com
a reducao do calibre do o6stio e da friabilidade
tecidual, decorrente da terapéutica especifica, foi
possivel a clipagem endoscopica por via esofagica
(Figuras 10, 11 e 12).

DISCUSSAO

A paracoccidioidomicose (PCM) ¢é a infecgao
fungica sistémica de maior prevaléncia na América
Latina."? E uma doenca infecciosa ndo-contagiosa
adquirida por via inalatéria.’

O agente etiolégico é o fungo dimorfico
Paracoccidioides brasiliensis, cujo nicho ecoldgico
ainda nao esta totalmente estabelecido, predomina
em areas rurais de varios paises latino-americanos,
sendo o Brasil a principal area endémica. As regides
sul, sudeste e centro-oeste do Brasil sdo as areas
de maior prevaléncia da doencga.?*

A forma aguda ou subaguda também
chamada de forma juvenil é responsavel por 3 a 5%
dos casos da doenga, predominando em criangas
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Figura 5 — Tomografia de térax: A - corte axial, B corte coronal revelando multiplas imagens cavitarias com
paredes espessadas predominando os lobos superiores e multiplos nédulos disseminados, bronquiectasias.
A distribuicdo do comprometimento pulmonar € peri-hilar bilateral com aspecto de “asa de borboleta”.
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Figura 6 — Imagem de endoscopia em eséfago
proximal revela area de enantema e ulceragcéo em
es6fago de aproximadamente 3 cm com bordas
irregulares, friavel e aspecto infiltrativo. Observa-
se orificio préximo a borda inferior direita da lesao
(orificio fistular).

Figura 7 — Imagem endoscopica demonstrando
area de ulceracdo e irregularidade mucosa do
es6fago com orificio fistular nitido na borda inferior
(seta).

Figura 8 — Imagem broncoscopica demonstra: A - area de irregularidade da mucosa em regido distal da
traquéia que se prolonga a jusante. Nota-se depdsito de muco e aspecto infiltrativo da mucosa envolvendo
traquéia distal, carina e bronquios principais direito e esquerdo; B - Imagem do brénquio principal esquerdo
com acometimento difuso e com visualizagdo de orificio fistular na parede superior — comunicagao com

ganglio peri brénquico (seta branca).

e adolescentes. Caracteriza-se por evolucao
mais rapida, com aparecimento em torno de 4 a
12 semanas de linfadenomegalia, manifestagdes
digestivas, hepatoesplenomegalia, envolvimento
Osteo-articular e lesdes cutaneas.?3?

A forma crdnica responde por mais de 90%
dos pacientes, e apresenta-se principalmente
em homens entre os 30 e 60 anos na proporgao
de 10:1 a 15:1 entre homens e mulheres. O
estrogénio parece fornecer efeito protetor, de
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Figura 9 — Fotomicrografias: A - Processo inflamatério com numerosas células gigantes e estruturas fungicas
refringentes (setas) (H&E, 400X); B - Fotomicrografia de estrutura fungica com multiplas gemulacdes

(Grocott, 1000X).

Figura 10 — Visdo endoscopica: A - protese posicionada na traquéia; B - fibroscépio posicionado dentro da
prétese entrando no bronquio principal esquerdo que se encontra protegido do colabamento pela prétese.

modo que a prevaléncia da doencga é igual até os
13 anos de idade e, a seguir, torna-se cada vez
maior nos homens, até atingir a propor¢céo acima
mencionada.*® A doenga progride lentamente,
de forma silenciosa, podendo levar anos até que
seja diagnosticada." As manifestagdes pulmonares
estdo presentes em 90% dos pacientes, sendo os
pulmdes o Unico 6rgéo afetado em até 25%' dos
casos. Entre os diagnésticos diferenciais da PCM
crbnica pulmonar destacam-se a tuberculose
(que pode estar associada em 5-15% dos
casos)?#, sarcoidose, neoplasias, histoplasmose,
pneumocistose e pneumoconioses.!*

A forma cronica da PCM representa a
reativacdo enddgena anos apds o contato inicial
com o fungo. A causa da reativagéo € desconhecida,
mas pode estar relacionada a estados de
imunossupressdo como desnutrigdo, tabagismo
e etilismo crénico*, além de outras patologias que
alteram o sistema imune como neoplasia, AIDS,
drogas imunossupressoras e transplante de érgaos.’

Geralmente, a PCM envolve mais de um
orgao simultaneamente (apresentagédo multifocal),
sendo pulmdes, mucosas e pele os sitios mais
acometidos pela infecgédo.2?
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O acometimento do tubo digestivo pela
paracoccidioidomicose foi descrito desde as
primeiras autopsias relatadas em 19457, Martinez
et al. realizaram estudo para avaliacdo das
lesdes do esbdfago, estbmago e duodeno através
de EDA, em uma populacdo de 30 pacientes
com doenga em atividade independente do
seu quadro clinico ou da presenca de queixas
gastrointestinais. Cerca de 40% apresentaram
lesbes diversas e inespecificas do esobfago,
estdbmago e duodeno. O exame histopatolégico do
tecido biopsiado ndo mostrou lesdes especificas
no esodfago e no estdmago confirmando a raridade
do comprometimento destes 6rgaos. Porém o
P. brasiliensis foi observado em trés casos de
lesbes duodenais.’

Figura 11 — Visdo endoscopica do orificio fistular
do es6fago apos tratamento especifico, mostrando
reducdo do processo inflamatério infiltrativo e
reducao do didmetro orificial.

Em outro estudo, Sales et al.® realizaram
broncoscopia em 20 pacientes portadores de
paracoccidioidomicose,sendoque75%dospacientes
apresentavam traqueobronquite, provavelmente
relacionadas ao tabagismo e 3 apresentavam
lesbes sugestivas de comprometimento pela PCM.
Lesdes destrutivas de laringe que fazem diagnéstico
diferencial com neoplasias foram descritas em um
estudo.®

O P. brasiliensis é sensivel a maioria dos
antifungicos sistémicos disponiveis, incluindo
os derivados sulfamidicos. Os indices de cura
variam de 69 a 100%." A terapéutica da PCM
deve incluir medidas de suporte as complicacoes
clinicas associadas ao envolvimento de diferentes
6rgaos pela micose além da terapéutica antifingica
especifica.

Neste relato, o paciente foi inicialmente
tratado com anfotericina B deoxicolato devido
a gravidade do quadro clinico, e substituido
posteriormente por sulfametoxazol-trimetoprim
devido a piora progressiva da fungao renal. Outra
opcao terapéutica, para casos leves e moderados
em gravidade, é o itraconazol."?2® Em geral os
tratamentos sdo longos e sua duragdo depende
da resposta clinica, radiolégica e imunoldgica.’
Ressaltamos que a cura dos pacientes portadores
de PCM nunca sera totalmente completa
devido a impossibilidade de erradicacdo de
P. brasiliensis'? Os pacientes apresentam o risco
potencial de reativacgao tardia, motivo pelo qual se
emprega o termo “cura aparente ou cura clinica”.
Apés a interrupcdo do tratamento e observados
os critérios de cura, os pacientes devem ser
acompanhados no ambulatério, pelo menos uma
vez ao ano.’

Figura 12 — Visao endoscépica do esbéfago mostrando a sequéncia (A, B e C) de clipagem do orificio fistular
— tratamento final da fistula.
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