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RESUMO

Gnatostomiase é uma helmintose transmitida ao homem por ingesta de
alimentos crus ou malcozidos, contaminados com larvas de Gnathostoma sp.
As manifestagdes clinicas da gnatostomiase variam de acordo com a espécie,
carga parasitaria e tecidos acometidos. As lesdes cutaneas séo caracterizadas,
principalmente, por nodulagdes ou areas de edema que acometem qualquer
topografia do corpo. Ja a leishmaniose cuténea se caracteriza, principalmente, por
lesdo cutanea ulcerada Unica, causada por diferentes espécies de Leishmania.
Neste artigo, apresentamos um relato de caso de coinfecgdo de Gnathostoma
e Leishmania, com apresentagdo clinica de lesdo cutanea ulcerada em regido
tricipital de membro superior direito que surgiu durante viagem ao Peru.
Inicialmente foi feito o diagndstico de leishmaniose por detecgdo de amastigotas,
mas quando do inicio do tratamento, houve saida de helminto caracterizado
com Gnathostoma por esteromicroscopio. Paciente recebeu tratamento com
albendazol, tendo apresentado cicatrizagdo da lesdo. Esse é o primeiro relato de
coinfecgao Gnathostoma e Leishmania descrito na literatura.

Descritores: Gnatostomiase; Leishmaniose cutanea; Coinfecgdo; Albendazol;
Antimonial pentavalente.

ABSTRACT

Gnathostomiasis is a zoonosis transmitted to humans by eating raw or
undercooked foods contaminated with the larvae of Gnathostoma sp. The clinical
manifestations of gnathostomiasis vary according to the species, parasite load
and affected tissues. Skin lesions are mainly characterized by nodules or areas
of edema that affect any topography of the body. Cutaneous leishmaniasis
is mainly characterized by a single ulcerated skin lesion caused by different
species of Leishmania. In this article we present a case report of Gnasthostoma
and Leishmania co-infection, with clinical presentation of an ulcerated skin
lesion in the triceps region of the right upper limb that appeared during a trip to
Peru. A diagnosis of leishmaniasis was made by detection of amastigotes and
at the beginning of treatment, there was an exit of helminth characterized with
Gnasthostoma by stereomicroscope. He received treatment with albendazole,
and the lesion healed. This is the first report of Gnasthostoma and Leishmania
co-infection described in the literature.

Headings: Leishmaniasis; Cutaneous; Helminths; Skin Ulcer.

INTRODUGAO

Gnatostomiase € uma zoonose causada por helminto nematodeo,
transmitido ao homem por ingestdo acidental de animais aquaticos
crus ou malcozidos, contaminados por larvas de Gnathostoma sp.'.
A doencga tem sido descrita, principalmente no sudeste asiatico, em
especial na Tailandia e na China'. Na América Latina o primeiro registro
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de gnatostomiase foi no México, em 19702 e, na América
do Sul, o primeiro relato foi no Equador, em 19843, em
uma série de casos de paniculite eosinofilica nodular
migratoria. Entre 1987 e 1999, foram descritos quatro
casos de gnatostomiase no Peru, sendo relacionados
com ingesta de peixe cru*. No Brasil, o primeiro relato de
caso ocorreu em 2009°em um paciente proveniente do
Peru, porém o primeiro relato autéctone ocorreu em 2012,
em um paciente da regido norte do pais®. Recentemente
foram relatados dois outros casos provenientes da regiao
amazonica brasileira’.

O género Gnathostoma compreende 13 espécies
diferentes, das quais até o momento seis espécies foram
descritas como causadoras de doenga em humanos: G.
spinigerum, G. hispidum, G. binucleatum, G. malaysiae,
G doloresi e G. nipponicum?O ciclo de vida é metaxénico,
se desenvolvendo em hospedeiros intermediarios
(crustaceos e peixes de agua doce e salgada) e tendo
como hospedeiros definitivos mamiferos domésticos
e silvestres. Ha também a participagéo de hospedeiros
paraténicos, dentre esses, o homem, répteis e aves'.

No homem, as manifestagbes clinicas da
gnhatostomiase séo variadas de acordo com a espécie,
carga parasitaria e tecidos acometidos, podendo haver
manifestagdo visceral ou cutanea'. As lesdes cutaneas
sdo caracterizadas, principalmente, por nodulagdes ou
areas de edema que acometem qualquer topografia
do corpo, com infiltrado e eritema associados, as quais
podem ser dolorosas e pruriginosas. Comprometimento
do sistema nervoso central ndo € comum, porém é a
forma mais grave da doenga®.

A manifestagéo cutanea da gnatostomiase pode ser
confundida com diferentes afec¢des da pele, dependendo
da apresentacdo clinica™. Infeccbes bacterianas sao
o diagnéstico diferencial mais frequente, entretanto
a leishmaniose cutdnea com apresentacdo ulcerada
também pode ser confundida com gnatostomiase.

A manifestacdo cutdnea da leishmaniose por sua
vez é bastante variada, embora a les&do ulcerada unica
seja a sua principal forma clinica, frequentemente
confundida com outras doencgas causadas por diferentes
agentes etiolégicos™. Coinfecgdo da leishmaniose com
outras doengas ndo € comum, assim como coinfecgao
da gnatostomiase com outras doengas parasitarias &
muito rara. Neste artigo, relatamos um caso clinico de
coinfecgao gnatostomiase e leishmaniose cutanea.

RELATO DE CASO

Paciente do sexo feminino, 27 anos, previamente
higida, natural e proveniente da Franga, procurou servigo
de saude em S&o Paulo por lesdo de pele que surgiu

Oliveira BM, et al.

durante viagem ao Peru, onde consumiu ceviche em
diversas ocasides. Referiu surgimento de lesdo cutanea
ulcerada com 45 dias de evolu¢cdo em regido tricipital
de membro superior direito, percebida ainda em solo
peruano e inicialmente tratada com antibioticoterapia
enteral. Quando a paciente procurou atendimento médico
naquele pais, recebeu o diagnodstico de leishmaniose
cutanea confirmado pela presenga de formas amastigotas
em raspado da lesao, sendo orientada a iniciar tratamento
quando da permanéncia por tempo suficiente em uma
mesma cidade, o que aconteceu no Brasil.

Exames laboratoriais ndo mostravam alteragbes
€ a paciente ndo apresentava eosinofilia. Exame fisico
inicial evidenciou lesdo cutanea ulcerada rasa, com
nodulo subcutdneo com saida de secrecdo serosa a
expressao (Figura 1A). Foi iniciado o tratamento com
antimonial pentavalente intralesional, ocorrendo relato
de prurido local e saida de uma larva 6 dias apos a
primeira dose. A paciente conservou a larva (Figura 1B)
que, armazenada em formol, foi enviada para analise
taxonémica no Instituto Adolfo Lutz (Figura 1C e 1D).
Recebeu tratamento com ivermectina 12mg/dia por dois
dias para tratamento empirico de miiase e solicitaram-se
trés amostras sequenciais de fezes, as quais resultaram
negativas para pesquisa de verminoses. Ultrassonografia
de pele e partes moles na topografia da lesdo evidenciou
a existéncia de uma pequena colegéo e presenga de parte
de uma larva morta. O tratamento da leishmaniose foi
concluido sem intercorréncias (trés doses de antimonial
intralesional).

O exame parasitoldgico da larva identificou-a como
Gnathostoma sp. Foi entdo realizado tratamento com
albendazol 800mg/dia por 21 dias, sem eventos adversos.
Houve melhora importante da lesdo ulcerada que ao
final do tratamento apresentava cicatrizagcdo completa,
sem nodulagdo e sem saida de secregao a expressao. A
paciente entéo retornou ao seu pais de origem.

DISCUSSAO

A gnatostomiase € uma zoonose negligenciada
transmitida ao homem pela ingestdo de animais
aquaticos infectados com a larva no terceiro estagio de
desenvolvimento'. Considerada endémica na América
Latina', foram descritos, entre 1986 e 2015, mais de
10.000 casos no México e mais de 2.000 casos no
Equador™. Este é o sexto caso descrito no Brasil, ndo
autoctone, proveniente do Peru e relacionado a ingesta
de peixe cru (ceviche).

Apresenca de formas amastigotas de Leishmania no
raspado da les&o permitiu o diagndstico de leishmaniose
cutanea (LC), o que nao foi nem pode ser confundido
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Figura 1. Fotografia de les&o e foto micrografia do agente etiolégico. A. Les&o cutanea ulcerada, rasa, de cerca de 1cm de diametro; B. Estrutura
cilindrica de 35mm retirada da leséo de pele, identificada como Gnathostoma; C. VVerme adulto com visualizagao do bulbo cefalico, caracteristico do
género Gnathostoma, observado em esteromicroscopio com aumento de 20X; D. Detalhe do bulbo cefalico circundado de espinhos, observado em

esteromicroscopio com aumento de 40X.

com larvas de Gnathostoma. Fato é que houve saida
da larva depois de iniciado o tratamento para LC, sendo
essa aparentemente a primeira descricdo de coinfecgao
Gnathostoma e Leishmania na literatura.

Um dos principais fatores relacionados a infestagao
por Gnathostoma é o habito alimentar, principalmente
pela ingesta de peixe cru, associado a presenga de
hospedeiros intermediarios'. Além de ser proveniente de
area de transmisséo de LC (Amaz0nia peruana e regigo
da Bolivia), a paciente fez ingesta de peixe cru. Estes dois
antecedentes epidemioldgicos, associados aos achados
de formas amastigotas de Leishmania e detec¢do de
verme adulto de Gnathostoma spp. confirmam o relato
da coinfecgdo. Ambas as infecgdes tém sido relatadas
em nativos de areas endémicas e também em viajantes
- pelo fato da paciente ser uma turista, neste caso tanto
a gnatostomiase quanto a leismaniose devem ser
consideradas doengas tropicais de viajante.

A manifestacdo clinica da gnatostomiase se
caracteriza classicamente por paniculite migratéria
nodular e eosinofilia, em decorréncia da migracdo da
larva através da epiderme, derme e tecido subcutaneo,
porém a doenca pode se manifestar como erupgao
cutanea, abscesso e nddulos isolados. A descricdo de
lesGes ulceradas é rara®. A manifestagcdo cutanea do
nosso relato foi uma lesdo cutanea ulcerada rasa, com
nodulo subcutaneo e saida de secrecdo serosa, com
auséncia de eosinofilia. Houve manifestacdo atipica,

diferentemente da maioria das descricdes da literatura.
Uma possivel explicagdo para esta apresentagao pode
ser a propria coinfecgdo com Leishmania, sendo que
esta se manifesta mais comumente como uma leséo
ulcerada Unica, em area exposta, secundaria a picada
do flebotomineo'. Sabidamente, a leishmaniose cutanea
localizada tende a um polo de resposta imune do tipo
celular onde néo ha ativagdo de eosindfilos (TH1)'® e as
enfermidades causadas por helmintos induzem a um
polo de resposta TH2, caracterizada por resposta imune
humoral e ativacdo de eosindfilos™. A resposta imune
induzida pela LC localizada pode ter contribuido para
a auséncia de eosinofilia que poderia ser induzida pela
gnatostomiase.

O diagnéstico de LC e gnatostomiase baseia-se
principalmenteemcritériosclinicos,epidemiolégicos,sendo
que a confirmacao das doengas ¢ feita laboratorialmente,
através da deteccdo de formas amastigotas e larvas,
respectivamente, no local da lesdo"*. Chama a atengao
ainda o achado ultrassonografico, nesse caso de parte
de uma larva morta em colegdo subcutanea, o que nao é
comumente descrito na literatura’.

O tratamento da gnatostomiase é realizado com
ivermectina ou albendazol. Neste caso, a paciente foi
tratada primeiramente com ivermectina devido a hipotese
diagnéstica inicial de miiase, porém apds a confirmagéo
de Gnathostoma spp., optou-se pelo tratamento com
albendazol por 21 dias, pelo risco de ocorréncia de forma
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visceral grave (gnatostomiase de SNC), com boa resposta
ao tratamento. A LC pode ser tratada com medicamento
sistémico ou intralesional™. Neste caso, devido a
pequena lesdo ulcerada optou-se pelo tratamento com
antimonial intralesional (3 doses), com excelente resposta
terapéutica.

CONCLUSAO

Descrevemos aqui o primeiro caso de coinfecgdo
gnatostomiase e leishmaniose cutanea com apresentacao
atipica de Ulcera rasa e auséncia de eosinofilia, mas que
evoluiu com excelente resposta terapéutica de ambas
as enfermidades. E importante ressaltar que houve um
retardo no diagnostico da gnatostomiase em decorréncia
de desconhecimento por parte dos profissionais de saude
e também pela apresentagdo atipica de ulcera com
presenca de formas amastigotas de Leishmania sp.

“Este relato de caso goza de uma declaragdo oficial de sua institui¢do de
origem com a devida ciéncia e aprovagdo ética, além de ter sido submetido
a revisdo por pares antes da sua publicagdo. Os autores declaram néo
haver nenhum tipo de patrocinio ou conflito de interesses. Vale ressaltar
que os relatos de caso sdo um valioso recurso de aprendizado para a
comunidade cientifica, mas ndo devem ser utilizados isoladamente
para guiar opgées diagndsticas ou terapéuticas na prdtica clinica ou em
politicas de saude. Este é um artigo de livre acesso, distribuido sob os
termos da Creative Commons Attribution License, os quais permitem seu
uso irrestrito, distribui¢do e reprodugdo em qualquer midia, desde que a
origem de sua publicagdo e autoria sejam devidamente citadas.”
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