CASO CLINICO

Balamutiasis primaria cutanea

Primary cutaneous balamuthiasis
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RESUMEN

La balamutiasis primaria cutanea fue descrita por primera vez por Reed como una placa asintomatica localizada en zona centro-facial, que
en ocasiones puede también presentarse en zonas periféricas como extremidades (generalmente rodilla) o tronco y suele progresar a una
lesion infiltrativa que ocasionalmente se ulcera. Tiene un curso clinico imprevisible, ya que puede diseminarse a cerebro en semanas a afos. El
tratamiento hasta la fecha no esta definido aunque se han ensayando multiples opciones de acuerdo al escenario clinico. Se presenta el caso
de un paciente varén de 46 afios de edad aficionado de la jardineria, quien presentd lesion en rodilla derecha correspondiente a balamutiasis,
la cual respondid favorablemente al tratamiento con miltefosin, itraconazol y albendazol.
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SUMMARY

Primary cutaneous balamuthiasis was first described by Reed as a centro-facial asymptomatic plaque, which sometimes can also appear in
peripheral areas such as extremities (usually knee), or trunk, and often progresses to an infiltrative lesion that occasionally becomes ulcerated.
It has an unpredictable clinical course, since it can spread to the brain, in weeks or years. Treatment to date is undefined, although multiple
options have been tested according to the clinical setting. We present the case of a male patient aged 46 years, gardening enthusiast, who had
a knee injury diagnosed as balamutiasis, and which responded favorably to treatment with miltefosine, itraconazole and albendazole.
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INTRODUCCION de Acanthamoeba sp., que cuenta con cuatro especies
patégenas: A. culbertsoni, A. castellanii, A. polyphaga y A.
Las amebas de vida libre son protozoarios anfizoicos, ~ @stronyxis; cada una puede producir cuadros anatomo-
denominados asi por su capacidad de vivir en el medio clinicos diferentes o compartir algunas caracteristicas.
externo (exozoico), en una diversidad de habitats, y como El compromiso cutaneo puede presentarse por
parasito facultativo en el ser humano o animales (endozoico). ~ Acanthamoeba sp. (dermatitis acantamebiana) o por
No estan adaptadas al parasitismo, ya que terminan con la Balamuthia mandrillaris (balamutiasis). Puede ser primario
vida del hospedero que invaden'2 cuando existe una herida abierta o microabrasiones como
Hasta el momento se describen cuatro géneros, potencial puerta de entrada, o secundario como manifestacion
Naegleria fowleri, Balamuthia mandrillaris, Sappinia de una infeccion diseminada’**,
diploidea y Acanthamoeba sp., cada uno de los cuales posee A continuacion presentamos el caso de un paciente con

una especie patégena para el ser humano'® a excepcién balamutiasis primaria cutanea quien pI’CSCHtC') una evolucion
favorable con el tratamiento.
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CASO CLIiNICO

Paciente varon de 46 afos de edad, natural y procedente
de Lima (distrito de San Juan de Lurigancho), sin antecedentes
patoldgicos de importancia salvo contacto TBC positivo
(amiga de la familia quien fallecio por tuberculosis laringea)
y viajes dos afos antes al sur (Moquegua, Arequipa y Tacna)
y a la selva (Ayacucho, Cusco y Junin) del pais; ademas como
dato relevante el paciente tenia aficion por la jardineria, la
cual practicaba en su propia casa.

Referia un tiempo de enfermedad de un afio, presentando
una lesion macular y eritematosa en la rodilla derecha. Seis
meses después dicha lesion incrementa de tamafio y se
ulcera. El paciente tenia un PPD en 8mm y biopsia cutanea
BAAR (++), informada como proceso cronico granulomatoso
con necrosis caseosa y células gigantes tipo Langhans. Con
el diagnostico de tuberculosis cutanea recibe tratamiento
especifico (esquema 1) en otro nosocomio por tres meses. El
paciente no presentd mejoria si no por el contrario aumento
del tamafio de la lesion.

Al momento de la consulta en nuestro hospital, el
paciente presentaba una placa infiltrada que abarcaba la
totalidad de la rodilla derecha impidiendo la adecuada
funcionalidad, de aspecto eritemato-violacea, bordes
definidos y con lesiones satélites de semejante aspecto en
la region patelar. La lesion era ademas flogotica, con Ulcera
central, secreciéon amarillenta con mal olor y zonas de
Necrosis con escasas escamas superficiales, sin presencia de
anexos dolorosos a la palpacion (Fotografia 1).

Fotografia 1: Placa infiltrada, eritemato-violacea, de bordes flogdticos bien definidos, con
Ulcera central.
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Entre los examenes de laboratorio el hemograma vy los
perfiles renal, metabdlico y hepatico se encontraban dentro
de valores normales, la prueba rapida de VIH fue no reactiva,
los estudios para Leishmania (examen directo y cultivo)
también fueron negativos al igual que el Gram y cultivo
para gérmenes comunes y micobacterias; el BK directo fue
BAAR(+) pero cultivo negativo hasta la fecha del reporte
(cuatro meses después de la toma); tanto el examen de MODS
(microscopic-observation drug-susceptibility) como el cultivo
para hongos fueron negativos.

Se realizd una radiografia de rodilla comparativa
donde no se observd compromiso 6seo. En la RMN
cerebral no se observaron lesiones (Fotografia 2) y en
la histopatologia hallamos una epidermis acantotica e
infiltrado granulomatoso difuso (Fotografia 3), con infiltrado
intersticial de linfocitos, células plasmaticas, células gigantes
multinucleadas (Fotografia 4) y estructuras sugerentes de
trofozoitos de amebas de vida libre, con uno y dos nucleos
(Fotografia 5), confirmandose el diagnostico de amebiasis
de vida libre. Se sospecho de balamutiasis primaria cutanea
por lo que se inicio tratamiento con miltefosin, itraconazol y
albendazol, observandose respuesta favorable a los diez dias
de tratamiento (Fotografia 6).

Fotografia 2. RMN cerebral normal.
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Fotografia 4. Infiltrado intersticial mixto compuesto por células gigantes multinucleadas
(flecha). HE40X.

Fotografia 5. Estructuras sugerentes de trofozoitos de amebas de vida libre, con uno y dos
nucleos, tomadas con diferente intensidad de luz. HE 100X.

Fotografia 6. Aplanamiento de la lesion a los diez dias de recibir tratamiento.

DISCUSION

El primer caso reportado en la bibliografia, en 1986 en el
zooldgico de San Diego, fue el de una mandril prefiada la cual
murio por una encefalitis necrotizante hemorragica; en dicha
oportunidad se aislaron fragmentos de una nueva ameba de
vida libre® a la que denomind Leptomyxa®. Posteriormente
en 1991 se reportd el primer caso humano, se trataba de
un paciente con infeccion VIH/SIDA’ en el que se demostro
por microscopia electronica e inmunofluorescencia que se
trataba de una nueva especie, denominandosele Balamuthia
mandrillaris.

Dentro de los aspectos protozooldgicos por microscopia
electronica se pueden observar en dos formas, la primera
el trofozoito que posee uno u ocasionalmente dos nucleos,
un nucléolo denso y granular con abundante citoplasma vy
diferentes organelas, y la sequnda el quiste el cual posee
una triple pared caracteristica® que por microscopia de luz se
observa doble®.

El nicho ambiental de la B. mandrillaris no es conocido,
sin embargo el primer aislamiento que se reporto de un caso
clinico fue obtenido de la maceta en casa de una paciente.
Hasta la fecha existen numerosos reportes postulandose que
el reservorio podria ser el suelo (polvo o pavimento)™-'2,

Los primeros casos reportados se asociaron a
enfermedad del sistema inmune, como infeccién por VIH/
SIDA, pero actualmente se conoce que con mayor frecuencia
ocurre en individuos sanos. Se ha propuesto que el agente es
mas virulento que las diferentes especies de Acantamoeba, la
cual al igual que B. mandrillaris puede producir compromiso
cutaneo, sin embargo generalmente ocurre en pacientes
inmunodeprimidos o crénicamente enfermos™™.

Cerca del 509% de casos en los Estados Unidos se
han reportado en individuos hispanos, debido a factores
ambientales (residentes en zonas agrarias con exposicion al
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suelo y cortes frecuentes) o genéticos, estos ultimos aun en
estudio. Debemos considerar ademas que la mayoria de los
casos publicados a nivel mundial provienen de Sudamérica” ™.

En el ciclo bioldgico las amebas (trofozoito o quiste)
se encuentran en el medio ambiente, por ejemplo suelo,
pudiéndose transportar por aire e ingresar al ser humano a
través de las vias respiratorias (por el neuroepitelio) o por piel
a través de microabrasiones o cortes, diseminandose luego
por via hematogena'®.

Se pueden observar diversos cuadros clinicos como
encefalitis amebiana granulomatosa, enfermedad diseminada
con lesiones secundarias en piel y balamutiasis primaria
cutanea (dermatitis por B. mandrillaris), que al inicio solo
afecta piel para luego de semanas a afios (en promedio
5-8 meses) diseminarse al cerebro por contigiiidad o via
hematogena, progresando a una encefalitis amebiana'-"°.

En el compromiso cutaneo se distinguen tres hallazgos
clinicos®, primero la lesiéon elemental: una placa del color de
la piel o eritematosa, a veces algo violacea, con frecuencia
unica, de bordes poco definidos, indolora, con sensibilidad
preservada, dura a la palpacion mas no pétrea, con el tiempo
la placa puede ulcerarse; sequndo la localizacion en cara
(zona centrofacial preferentemente), pudiendo resultar en
una infiltracion nasal difusa, siendo rara en extremidades; y
finalmente ubicacion de la lesion periférica en extremidades
0 tronco, siendo la zona mas frecuentemente comprometida
la rodilla. Teniendo en cuenta que en nuestro pais existe una
regla: el compromiso cutaneo antecede por largo tiempo al
compromiso neurolégico®.

El diagnostico diferencial en los casos periféricos puede
realizarse en base a las caracteristicas clinicas, de tener
una placa infiltrada debemos incluir al granuloma anular,
sarcoidosis y mucinosis reticular eritematosa entre otras, y si
hallamos una lesion en placa ulcero-necrética debemos incluir
como patologias diferenciales aquellas de etiologia infecciosa
(leishmaniasis, tuberculosis cutdnea y micosis profundas) y
neoplasica (linfoma CD30 anaplasico y linfoma T/NK tipo nasal).

Se debe sospechar de balamutiasis primaria cutanea
si dentro de los hallazgos histopatoldgicos™ se encuentra
un infiltrado granulomatoso mixto en dermis reticular y
ocasionalmente TCSC, compuesto por células gigantes
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multinucleadas (dentro de granulomas o en el espacio
intersticial), histiocitos, linfocitos, células plasmaticas,
eosinofilos y polimorfonucleares; en un 75% de los casos
hallamos amebas.

Dentro de los examenes auxiliares se ha estudiado la
respuesta inmune®?', encontrandose en aproximadamente el
10%de lasseriesque los pacientes tienen titulos de anticuerpos
de 1:32 0 mas, sugiriendo una respuesta inmune humoral o
reactividad cruzada a otros antigenos. El diagnostico certero
se obtiene por PCR o cultivo, utilizando células de mamiferos
(rinidn de mono, fibroblastos de pulmén humano o células
endoteliales de cerebro humano)?, necesarios para identificar
la especie.

Se debe tener en cuenta que las amebas pueden ser
huéspedes de otros patdgenos, como trofozoitos en el medio
ambiente se alimentan de ciertas bacterias, tanto asi que se
les asigna un papel como acarreador de algunas de ellas,
dicha relacion se conoce como endosimbiosis®. En seqgundo
lugar debemos también considerar que en transplantados
el numero de patogenos examinados es limitado y existe
una posible transmision de B. mandrillaris en pacientes con
encefalitis de etiologia desconocida?.

No existe a la fecha tratamiento conocido para alguna de
las formas de presentacion, siendo el prondstico reservado®.
Con respecto a la balamutiasis primaria cutdnea algunos
autores recomiendan escision quirtrgica para disminuir
la carga amebiana® o iniciar con anfotericina B, luego
itraconazol oral (o fluconazol) mas albendazol y miltefosin
por seis meses, como minimo?.

CONCLUSION

La balamutiasis primaria cutanea es un diagnostico
dermatologico a tener en cuenta, conociendo sus diferentes
presentaciones clinicas, debido a que el compromiso
cutaneo antecede por mucho tiempo al neurologico. Una
alta sospecha y un buen enfoque clinico-patolégico podrian
ayudar a plantear el diagnostico, para asi brindar tratamiento
oportuno y mejorar la probabilidad de supervivencia del
individuo afectado.
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