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Asociacion de dos enfermedades granulomatosas raras

A Combination of Two rare Granulomatous Diseases

Sr. Director:

La sarcoidosis en una enfermedad granulomatosa multisisté-
mica, que afecta a adultos de edad media, con una mayor proporcién
en mujeres y en ciertos grupos étnicos. Tiene una incidencia muy
variable, entre 10,9 en americanos de raza blancay 35,5 por 100.000
en afro-americanos. Puede afectar a diferentes 6rganos, aunque la
forma mas frecuente es la pulmonar. Histoldgicamente se observan
granulomas, aunque no es exclusivo de esta patologia. En raras oca-
siones se asocia a otras enfermedades raras como la cirrosis biliar
primaria, caracterizada también por la formacién de granulomas'=,

Presentamos el caso clinico de un hombre de 60 afios, fuma-
dor activo (con una dosis total acumulada de 5 paquetes/afio),
que consulta por dolor toracico de caracteristicas pleuriticas y tos
seca. Tiene hipertensién arterial en tratamiento con nimodipino y
enfermedad cerebro-vascular antigua. En la exploracion fisica des-
taca la presencia de hipoventilacién en la auscultacion respiratoria.
En el andlisis sanguineo se objetivé una gamma-glutamil trans-
peptidasa de 203 UI/L, alanina aminotransferasa de 242 UI/L, con
valores de bilirrubina normales. La radiografia de térax presenta un
patron intersticial bilateral de predomino en 16bulos superiores.
La tomografia computarizada de alta resolucién de térax mues-
tra adenopatia axilar derecha de 1,2 cm, adenopatias mediastinicas
menores a 1cm, algunas de ellas calcificadas en localizacién hiliar
bilateral y subcarinales y aumento de la densidad en vidrio des-
lustrado con engrosamiento del intersticio peribroncovascular de
morfologia micronodular bilateral y difuso (fig. 1). La curva flujo
volumen y la pletismografia no muestran alteraciones. La difusién
de monéxido de carbono fue del 87% y corregido por volumen
alveolar de 76%. Se realiz6 una fibrobroncoscopia que no detecté
alteraciones en el arbol bronquial. El lavado broncoalveolar objetiv
una celularidad de 88% de macréfagos, 8% linfocitos, y 2% eosin6fi-
los. Poblacién linfocitaria CD4 78%, CD8 6%; 3% de linfocitos en las
muestras analizadas de CD4. Los estudios microbiolégicos fueron
negativos. Las biopsias transbronquiales mostraron una neumoni-
tis de patrén intersticial con infiltrado inflamatorio, que expande
el intersticio y que en algunas areas forma lesiones granulomato-
sas constituidas por histiocitos epitelioides que se acompainaban
de células gigantes tipo cuerpo extrafo, algunos de los cuales con-
fluyen sin necrosis central y son de distribucién peribronquiolar y
perivascular sin imagenes de vasculitis. Todo ello compatible con
inflamacién granulomatosa no necrotizante sugestiva de sarcoido-
sis pulmonar. Se complet6 el estudio con una ecografia abdominal,
donde se observé un aumento difuso de la ecogenicidad hepaticay
con marcadores de autoinmunidad que detectaron titulos elevados
de anticuerpos antinucleares (mayor de 1/160) y antimitocondria-
les tipo M2 (mayor de 1/320).

Lacirrosis biliar primaria (CBP) es una enfermedad hepatica pro-
gresiva autoinmune poco frecuente. Es mas comiin en mujeres de
edad media. En el estudio inmunolégico es tipica la presencia de
anticuerpos antimitocondriales con una especificidad del 100%. En
ocasiones coexisten con otras enfermedades autoinmunes (como
la enfermedad de Raynaud, esclerosis sistémica y sindrome de
Sjégren)?. Existen tres casos publicados donde coexisten CBP'y sar-
coidosis, con la particularidad de que la afectacién predominante,
de la segunda, ocurre en piel, ya sea en forma de prurito o eritema
nodoso®. El caso aportado no presenta ni el género ni la edad tipica.
El solapamiento de ambas enfermedades hace dificil el diagnés-
tico. La clinica puede ser variada, desde tos a disnea y erupcién
cutanea’.

Se ha tratado de explicar su asociacién desde el punto de
vista fisiopatolégico. Ambas enfermedades tienen granulomas que
muestran acumulacién de células T CD4 en el centro y CD8 en la
periferia. En la sarcoidosis, hay linfopenia periférica por acumula-
cién de linfocitos CD4 enrelacién alos CD8 de los tejidos, resultando
un incremento de CD4/CD8. En la CBP, hay una acumulacién similar
de linfocitos en los tejidos, pero en estadios tardios de la enferme-
dad hay un incremento desproporcional de células citotéxicas a
causa de un descenso de linfocitos CD42.

La CBP se sospecha principalmente por sintomas dermatolégi-
cos en un 88% de los casos2, siendo el prurito el mas frecuente.
En el andlisis sanguineo se objetiva un patrén de colestasis y se
confirma por la presencia de anticuerpos antimitocondriales tipo
M2 y biopsia de tejido hepatico?. Se ha demostrado que el acido
ursodesoxicdlico mejora las manifestaciones bioquimicas e histo-
légicas de la CBP, siendo este efecto mayor cuanto mas precoz
sea el inicio del mismo. La eficacia es reducida cuando existen

Figura 1. Tomografia computarizada de alta resolucién de térax muestra aumento
de la densidad en vidrio deslustrado con engrosamiento del intersticio peribronco-
vascular de morfologia micronodular bilateral y difuso.

0300-2896/$ - see front matter © 2010 SEPAR. Publicado por Elsevier Espaiia, S.L. Todos los derechos reservados.


dx.doi.org/
www.archbronconeumol.org

Cartas al Director / Arch Bronconeumol. 2011;47(5):264-268 265

manifestaciones de cirrosis hepatica?. Los corticoides en la CBP
también mejoran los parametros histolégicos y bioquimicos, pero
su uso puede verse limitado por sus efectos secundarios3. De los
casos publicados, en uno, el tratamiento inicial fue con metotrexato
con empeoramiento de la funcién hepatica, por lo que finalmente se
realizé trasplante hepatico. En el segundo se inici6 tratamiento con
acido ursodesoxicélico con mala evolucién a nivel pulmonar, por
lo que se afladié metotrexato e hidroxicloroquina para su control.
Finalmente, en el Gltimo caso se inici6 tratamiento tnico con corti-
coides con mala evolucién hepatica, por lo que precisé trasplante.
El caso clinico que presentamos ha sido tratado con corticoides y
acido ursodesoxicélico con buen control de la enfermedad en la
actualidad.
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Utilidad de la visualizacion de trofozoitos en liquido pleural
en el diagnostico de empiema y absceso hepatico amebianos

Usefulness of the Presence of Trophozoites in Pleural Fluid in the
Diagnosis of Amoebic Empyema and Liver Abscess

Sr. Director:

Entamoeba histolytica (E. histolytica) es una causa infrecuente
de absceso hepatico, que afecta a inmigrantes o viajeros a zonas
endémicas!, aunque se han descrito casos autéctonos en nuestro
pais2. Laincidencia exacta de alteraciones pulmonares en pacientes
con amebiasis hepatica es desconocida, aunque se ha estimado que
pueden existir hallazgos clinicos o radiolégicos a nivel toracico en
un 50% de los casos. Un tercio de dichas alteraciones consiste en
reacciones inflamatorias (derrame pleural y neumonitis), siendo
mas frecuente la ruptura del absceso a via aérea, cavidad pleural o
ambas3.

Presentamos el caso de un paciente con un absceso hepatico
y derrame pleural derecho. La identificacion de E. histolytica en
liquido pleural permiti6 realizar el diagnéstico de empiema y abs-
ceso hepatico amebianos, a pesar de que el estudio microbiolégico
del pus procedente del drenaje del absceso habia resultado negativo
para bacterias y parasitos®.

Se trata de un varén de 57 afios, torero de profesion, que rea-
liza viajes anuales a Ecuador. Acudiéa urgencias por cuadro de
mas de tres semanas de evolucién de fiebre de 39°C con tiritona,
que se inici6 en Ecuador, tras dos semanas de estancia en aquel
pais y dos semanas antes de su regreso a Espafia, acompaiiado
en los Gltimos dias de tos seca y dolor costal derecho y en hipo-
condrio ipsilateral. La exploracién fisica mostré una temperatura
axilarde 37,5 °C, hipoventilacion en base pulmonar derecha y hepa-
tomegalia dolorosa de un través de dedo. Hemograma: 14.350
leucocitos/mm?3 (72,3% neutréfilos), hemoglobina 10,8 g/d]l con
VCM y HCM normales y 599.000 plaquetas/mm?3. Bioquimica: urea
28 mg/dl, creatinina 0,79 mg/dl, proteinas totales 6 g/dl, GOT 36
Ul/1, GPT 78 Ul/I, fosfatasa alcalina 283 Ul/I, GGT 278 Ul/], bilirru-
bina total 0,84 mg/dl, LDH 129 Ul/], VSG 110 mm/h y PCR 147 mg/1.
La radiografia de térax evidencié elevaciéon de hemidiafragma dere-
cho con derrame pleural ipsilateral de escasa cuantia. La ecografia
abdominal mostré un absceso hepatico de 9,5 x 9 cm en segmentos
posteriores de I6bulo hepatico derecho, procediéndose al drenaje
percutaneo, que se mantuvo durante 11 dias, e inicidndose anti-

bioterapia con piperacilina-tazobactam a dosis de 4/0,5 g IV/8 h. El
cultivo del pus y la investigacién de parasitos fueron negativos. En
los dias sucesivos el enfermo se mantuvo afebril aunque persis-
tia tos no productiva y malestar general. Se afiadi6 metronidazol
IV 750 mg/8 h ante la sospecha de absceso amebiano, y se realizé
toracocentesis diagndstica, que revel6 un liquido pleural de aspecto
melicérico con 7.200 cel/mm3 (PMN 75%), proteinas 4,91 g/dl, LDH
615 mU/ml, glucosa 0,95 g/1, pH 7,31, ADA 27,5 mU/ml, y presencia
de trofozoitos de E. histolytica. La inmunofluorescencia indirecta
para E. histolytica resulté positiva a titulo de 1/512. Se colocé un
tubo de drenaje pleural, que fue retirado cuatro dias después.
El enfermo quedé asintomatico. Continud con tratamiento oral a
dosis de 750 mg/8 h durante dos semanas. Posteriormente recibi6
paromomicina 30 mg/kg/dia durante 10 dias. En TAC de control,
realizado dos semanas después, se apreci6 persistencia de cavidad
residual en 16bulo hepatico derecho de 3 x 2,8 cm de didmetro, sin
evidencia de derrame pleural.

El caso anteriormente descrito sugiere que ante un absceso
hepatico con derrame pleural asociado en el que los antecedentes
del paciente hagan sospechar una etiologia amebiana, la realizacién
de una toracocentesis diagnoéstica y la investigacion de trofozoitos
en liquido pleural pueden resultar de utilidad, especialmente si el
cultivoy lainvestigacion de parasitos en el pus del absceso hepatico
han resultado negativos?. Esto seria de especial interés si la evolu-
cién clinica ha sido desfavorable con tratamiento antimicrobiano
y drenaje percutaneo del absceso hepatico® ya que, como ocurrié
en nuestro paciente, un diagnéstico correcto permitié continuar
tratamiento con metronidazol, ya iniciado empiricamente!?3, y la
colocacién de un tubo de drenaje pleural, como se recomienda para
el tratamiento del empiema amebiano®.

A pesar de que la via de acceso mas frecuente al espacio pleural
de E. histolytica es la rotura transdiafragmatica de un absceso hepa-
tico amebiano, los trofozoitos también pueden alcanzar el espacio
pleural a través del torrente sanguineo o linfatico® por lo que las
pruebas de imagen, como ocurrié en nuestro caso, pueden no mos-
trar signos de perforacién diafragmatica.
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