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EL CASO DE INFECCIOSAS
RINOENTOMOFTORAMICOSIS

Presentacion de 3 casos
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RESUMEN

Se presentan tres pacientes de sexo masculino, procedentes del Departamento del Cho-
c6 quienes exhibieron edema duro de la regidn nasal, el cual causaba deformidad evi-
dente. El diagnéstico se confirmé en dos casos por cultivo y en el restante, por examen

histopatoldgico.

Se instaurd tratamiento con itraconazol, con el cual se obtuvo notoria mejoria; sin
embargo, dos de los pacientes recayeron posteriormente y fueron retratados nueva-
mente con apreciable mejorfa de las lesiones.
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SUMMARY

Three male patients from the Chocé region of Colombia are discussed. They all
presented a hard edema of the nasal region which caused considerable deformity. The
diagnosis was confirmed in two cases by means of culture and the other by a
histopathologic examination.

Treatment was started with itraconazole and noticeable improvement was obtained.
Nevertheless, two of the patients relapsed and were treated again with a marked
improvement of the lesions.

Key words: Enthomophtoramycosis, Rinoenthomophtoramycosis, Itraconazole.
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INTRODUCCION

La rinoentomoftoramicosis (REM), per-
tenece a un amplio grupo de infecciones
micéticas llamadas Zigomicosis, que son
causadas por hongos de la clase zygomy-
cetes. La zigomicosis comprende dos
grupos diferentes de entidades: la mu-
cormicosis y la entomoftoramicosis; en
la primera hay invasién vascular por las
hifas con posterior infarto y necrosis del
tejido y en la que, generalmente, existe una
condicién debilitante subyacente (1,2).

La segunda, incluye dos tipos de afeccién:
la basidiobolomicosis, causada por cl Ba-
sidiobulus ranarum, la cual se manifiesta
por edema duro del tejido celular subcu-
tdnco, generalmente localizado en region
glatea y miembros inferiores. La segun-
da ¢s la conidiobolomicosis, llamada tam-
bién rinoentomoftoramicosis (REM) o
zigomicosis rinofacial, causada por ¢l
Conidiobolus coronatus. Esta forma se
presenta como una lesién de crecimiento
progresivo, semejante a la anterior, pero
usualmente localizada en regién centro
facial (3).

El primer caso dc infeccién pro el C. Co-
ronatus fue descrito en Jamaica; posterior-
mente la entidad fue reportada en Brasil
(4), Colombia (5, 6), Costa Rica (7) y al-
gunos pafses africanos como Nigeria (8),
Uganda (9), Camertn (10) y el Congo.
En Europa y Estados Unidos se han in-
formado unos pocos casos (11).

En Colombia el primer caso fue informa-
do en 1967 por Restrepo y colaborado-
res en un paciente de 21 afos, proveniente
dec la region del Chocd, quien tuvo un

curso prolongado de terapia con anfote-
ricina B (58). El segundo caso colombia-
no fue informado por Bedoya y colabo-
radores, en un hombre de 36 aios, pro-
veniente también de la regién del Chocd,
quien recibié tratamiento con anfoterici-
na B, con remisién de su sintomatologia
pero con posterior reactivacion 15 afios
después (6). Este paciente corresponde
al nimero tres de la presente seric.

PACIENTES Y METODOS

Se presentan las historias de 3 pactentes
diagnosticados como rinoentomoftora-
micosis y quienes consultaron a la Cor-
poracion para Investigaciones Biologicas
(CIB), en el periodo comprendido entre
febrero de 1990 y agosto de 1995.

El diagnéstico se realizd en 2 de los casos
por medio de cultivo y cn el restante, por
examen histopatolégico.

PRESENTACION DE CASOS

Caso N° 1: Nifio de 11 afos, residente
en el departamento del Chocd, quien fuc
llevado a consulta por presentar cdema
nasal indoloro de 2 meses de evolucidn,
sin secreciédn ni antecedente de trauma.

El examen reveld la presencia de edema
duro que comprometia la nariz y sc cx-
tendfa hasta la regién infraorbitaria y la
frente; el lado 1zquicrdo de la cara estaba
particularmente afectado (Figs. 1 v 2).

El examen directo del material nasal mos-
tré hifas anchas con pocas segmentacio-
nes, las cuales cstaban provistas de una
pared gruesa ¢ incolora. El cultivo per-
mitié el aislamiento de Conidiobolus co-
ronatus.
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Figura 1:
PACIENTE DE 11 ANOS CON
MARCADA DEFORMACION
CENTRO-FACIAL

Figura 2:
VISTA LATERAL DEL MISMO PACIENTE,
EN LA CUAL SE CONFIRMAN LAS
ALTERACIONES DESCRITAS

Se instaurd tratamiento con itraconazol
100 mg/dia, por 7 meses, con resoluciéon
del cuadro. Sin embargo, 4 meses des-
pués de suspender el tratamiento, reapa-
recié la deformidad nasal, por lo cual el
paciente recibio tratamiento adicional por

3 meses con mejoria notoria y sin recidi-
va en 10 meses de observacion post-tera-

pia.

Caso N°2: Hombre de 21 afos, resi-
dente en el departamento del Chocd,
quien consulté por un cuadro de 2 me-
ses de evolucion consistente en dolor a
nivel de la fosa nasal izquierda, con apari-
cién posterior de obstruccion y edema;
éste comprometia el dorso de la nariz y la
region frontal.

El examen fisico mostré un paciente en
buenas condiciones. En la zona fronto-
nasal, presentaba tumoracién de consis-
tencia dura, mal definida, dolorosa a la
palpacion, que se acompanaba de ligero
eritema en dorso nasal y mejillas. La fosa
nasal izquierda mostraba tumoracién
dura y edematosa que causaba obstruc-
ci6n completa.

El examen directo del material nasal,
mostré hifas amplias, transparentes no
septadas lo cual fue confirmado por el ais-
lamiento en cultivo de C. coronatus.

La tomografia computarizada, demostré
una masa de tejidos blandos, la cual cau-
saba desplazamiento del septum a la de-
recha; habia, ademds, engrosamiento de
las mucosas que recubria los senos para-
nasales.

El paciente recibi6 inicialmente saperco-
nazol a razén de 200 mg/dfa con resolu-
ci6n del cuadro después de dos meses de
terapia; sin embargo, suspendi6 volunta-
riamente la medicacién por lo cual reapa-
recio la sintomatologfa. Se dio un nuevo
curso de tratamiento, esta vez con itraco-
nazol 100 mg/dia por 8 meses, con me-
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joria notoria y sin recidiva en 17 meses
de observacidn post-terapia.

Caso N° 3: Hombre de 56 afios, resi-
dente en el Chocd, quien 15 afios atrds
habfa sido diagnosticado y tratado para
rinoentomoftoramicosis con yoduros y
anfotericina B, terapia que permitid la re-
cuperacion (6). El paciente consultd de
nuevo después de 15 afios, porque desde
hacfa 5 meses presentaba dolor y engro-
samiento del dorso nasal, acompariado de
cpistaxis a repeticion.

El examen fisico mostrd un paciente en
buenas condiciones generales, con engro-
samiento del dorso nasal; la lesion era de
contornos mal definidos y estaba acom-
pariada de una masa que protrufa haciala
mucosa nasal y que comprometia ambas
fosas. Dicha masa era de consistencia dura
y dolorosa a la palpacién.

La tomograffa computarizada, mostrd
una masa solida localizada en la pared
nasal izquierda, la cual no se relacionaba
con estructuras dseas.

El diagndstico se realizé con base en los
hallazgos histopatoldgicos anteriores,
donde se encontrd en el tejido celular sub-
cutaneo abundante infiltrado inflamato-
rio, constituido principalmente por poli-
morfos nucleares, con intensa eosinofilia
y formacién de microabscesos eosinofili-
cos localizados alrededor de hifas amplias
compatibles con un zigomiccto. No se
encontraron células gigantes.

Se inicié mancjo con itraconazol 200 mg/
dia con el cual sc indujo remision en 3
meses. En la dltima visita después de 1
mes de terapia, la lesién habia desaparect-
do por completo.

DISCUSION

La REM es una entidad restringida a re-
giones comprendidas entre los trépicos
de Cdncer y Capricornio, particularmen-
te en zonas de alta pluviosidad. El hon-
go reside normalmente en el suelo, vege-
tales y contenido intestinal de insectos. Se
cree que la infeccidn se adquiere por la
inhalacion de esporas infectantes o tam-
bién, por inoculacién traumdtica (picadu-
ra de insecto o trauma por rascado) (12).
La infeccién por este hongo se ha diag-
nosticado también en chimpancés, caba-
llos y delfines (13, 14).

Clinicamente la lesion se inicia en el cor-
nete inferior y se extiende en todas las di-
recciones, penetra la submucosa y com-
promete ostium, lineas de sutura, senos
paranasales, glabela, frente, mejillas, labio
superior, ¢ incluso, laringe (3).

Lalesion se encuentra localizada en la re-
gién centrofacial y tiende a ser bilateral y
a causar desfiguracién del rostro. Los sin-
tomas que la acompafian son epistaxis y
rinorrea. La piel subyacente es brillante
con atrofta y cambios de la pigmentacién.
La REM muestra poca tendencia a ulce-
rarse y raramernte se aprecia compromiso
ganglionar regional (15, 16).

Los hallazgos histopatolégicos se encuen-
tran en la dermis y el tejido celular subcu-
tineo y se caracterizan por una reaccion
piogranulomatosa, cuyo centro €s ocu-
pado por fragmentos de hifas amplias con
escasos septos, los cuales se rodean de un
material cosinofilico, fendmeno de
Hocplich Splendore (17). Haciala peri-
feria se observan neutrdfilos y eosinéfi-
los, que en las lesiones muy crénicas van
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siendo reemplazados por histiocitos, lin-
focitos, células epitelioides y células gigan-
tes de cuerpo extrafio. A diferencia de la
mucormicosis no se encuentra invasién
vascular ni necrosis tisular (3, 15).

En el examen directo se visualizan hifas
amplias, transparentes, que presentan
pocos septos y que tienen inclusiones en
su interior. En cultivos a temperatura
entre 25 a 30°C, C. coronatus crece en
un periodo de 2 a 5 dfas y produce colo-
nias de color crema, en un comienzo de
aspecto apergaminado, pero que luego se
vuelven pulverulentas al cubrirse con mi-
celio aéreo corto. Las conidias son pro-
ducidas como una protrusién esférica de
la punta del conididforo, y al madurar ésta
son liberadas con fuerza, depositindose
en la tapa de la caja de Petri. Las conidias
primarias son globosas y poseen una pa-
pila basal prominente; cuando germinan
dan origen a una o varias conidias secun-
darias. Algunas presentan multples apén-
dices cortos y son llamadas células vello-
sas (3).

En muchas ocasiones el tratamiento es
insatisfactorio, y no puede asegurarse que
la erradicacion del organismo ha sido ya
lograda al momento de la aparente cura-
cién clinica (18). Para el tratamiento se
han empleado ¢l yoduro de potasio y el

trimetroprim sulfametoxazol, con resul-
tados desalentadores a largo plazo (3, 11).
La anfotericina B se¢ reserva para los ca-
sos en los que otras drogas han fallado y
en general, se requieren altas concentra-
ciones plasmaticas que superen la concen-
tracién minima inhibitoria (CIM) del
hongo (19). El ketoconazol a dosis de
400 mg/dfa por 6 meses y el fluconazol
200 mg/dfa por 7 meses, son alternativas
que producen remisién del cuadro (20,
21). En cuanto al itraconazol cuando se
lo emplea a dosis de 100 a 200 mg/dia,
por un periodo aproximado de 4 a 6 me-
ses, suele inducir la remision del cuadro
pero de producirla, es generalmente tran-
sitoria (22, 23). Sin embargo, los 3 pa-
cientes de la presente serie fueron trata-
dos con itraconazol a dosis entre 100 a
200 mg/dia por un periodo de 7 a 8 me-
ses. En todos ellos, la droga indujo remi-
s16n del cuadro clinico, pero al suspen-
derlo se presenté recaida en uno de los 3
pacientes. Es posible que el tratamiento
deba prolongarse por lo menos por un
aflo para lograr un control adecuado del
proceso micético. Como en los casos in-
formados anteriormente (11), la infeccién
en nuestros pacientes se localizé en region
medio facial y se presenté como una masa
granulomatosa, mal definida de curso cré-
nico y poco sintomatica.
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TABLA 1

Caracteristicas de los 3 pacientes con Rinoentomoftoramicosis

Caso N°

Edad afios

Hallazgos clinicos

Curso con terapia

11

Edema duro de nariz, re-
gion infraorbitaria y fren-
te, principalmente en
hemicaraizquierda. 2 me-
ses de evolucidon

Itraconazol por 7 meses
?

con recaida al suspenderlo

y nuevo curso de trata-

miento por 3 meses, sin

recaida posterior.

2]

Tumoracién dura y dolo-
rosa en regidn frontonasal
acompafiada de eritema y
obstruccién en fosa nasal
izquierda; 2 meses de evo-
lucién.

Saperconazol 2 meses, sus-
pensién voluntaria. Luego
itraconazol por 8 meses sin
recaida.

56

Engrosamiento del dorso
nasal, junto con masa que
protrufa por ambas fosas
nasales, acompafiado de
dolor nasal y epistaxis.

Diagndstico antiguo de
REM.

Itraconazol durante 4 me-
ses con el cual se indujo re-
misién del cuadro.
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