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Resumo

Abstract

Objetivo: Avaliar o acometimento musculoesquelético da paracoccidioidomicose nas imagens de tomografia computadorizada.
Materiais e Métodos: Estudo retrospectivo desenvolvido a partir de revisdo de laudos radiolégicos e patoldgicos do banco de dados da
instituicao. Foram selecionados pacientes com paracoccidioidomicose osteoarticular submetidos a tomografia computadorizada. Todos
0s casos considerados tiveram confirmagao histopatologica da doenca. Os achados de imagem foram descritos em consenso por dois
radiologistas. Um paciente com incontaveis lesdes dsseas foi excluido da contabilizagéo das anormalidades com a finalidade de evitar
viés.

Resultados: Foram incluidos 7 pacientes no presente estudo. Um total de 18 lesdes 6sseas foi contabilizado. Em quatro casos (57,14%)
a leséo osteoarticular foi a primeira manifestagdo da doenga. As lesdes dsseas eram multiplas em 42,85%. Os esqueletos apendicular
e axial foram afetados em 85,71% e 42,85% dos pacientes, respectivamente. O envolvimento 6sseo caracterizou-se por lesdes osteoli-
ticas bem delimitadas. Identificou-se osteoesclerose marginal em 72,22% das lesoes contabilizadas. Reagao periosteal lamelar e compo-
nente de partes moles estiveram presentes em 5,55% das anormalidades. Um paciente exibiu multiplas lesdes com sequestros dsseos.
Conclusao: A paracoccidioidomicose pode ser incluida no diagndstico diferencial de lesdes osteoliticas, Unicas ou multiplas, em pacien-
tes jovens, mesmo sem diagndstico prévio de paracoccidioidomicose pulmonar ou visceral.

Unitermos: Paracoccidioidomicose; Osteoarticular; Musculoesquelético; Osteomielite; Tomografia computadorizada.

Objective: To evaluate musculoskeletal involvement in paracoccidioidomycosis at computed tomography.

Materials and Methods: Development of a retrospective study based on a review of radiologic and pathologic reports in the institution
database. Patients with histopathologically confirmed musculoskeletal paracoccidioidomycosis and submitted to computed tomography
were included in the present study. The imaging findings were consensually described by two radiologists. In order to avoid bias in the
analysis, one patient with uncountable bone lesions was excluded from the study.

Results: A total of seven patients were included in the present study. A total of 18 bone lesions were counted. The study group consisted
of 7 patients. A total number of 18 bone lesions were counted. Osteoarticular lesions were the first manifestation of the disease in four
patients (57.14%). Bone lesions were multiple in 42.85% of patients. Appendicular and axial skeleton were affected in 85.71% and
42.85% of cases, respectively. Bone involvement was characterized by well-demarcated osteolytic lesions. Marginal osteosclerosis was
identified in 72.22% of the lesions, while lamellar periosteal reaction and soft tissue component were present in 5.55% of them. One
patient showed multiple small lesions with bone sequestra.

Conclusion: Paracoccidioidomycosis can be included in the differential diagnosis of either single or multiple osteolytic lesions in young
patients even in the absence of a previous diagnosis of pulmonary or visceral paracoccidioidomycosis

Keywords: Paracoccidioidomycosis; Osteoarticular; Musculoskeletal; Osteomyelitis; Computed tomography.
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INTRODUCAO

A paracoccidioidomicose (PCM) é uma micose sisté-
mica causada pelo fungo dimérfico Paracoccidioides brasi-
liensis, encontrado no solo de paises da América Latina, des-
tacando-se o Brasil, Coléombia, Argentina e Venezuela!'-?.
Cerca de 80% dos casos ocorrem no Brasil, principalmente
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nas zonas rurais das regides Sul, Sudeste e Centro-Oeste,
onde a doenca tem caréter endémico*®%. Apesar disso, ndo
ha dados epidemiolégicos precisos sobre a PCM no territ6-
rio brasileiro, pelo fato de sua notificacido ndo ser compul-
s6ria®.

A infecg¢do por P. brasiliensis é adquirida pela inalag¢do
de microconidios do fungo'?. Sua forma infectante atinge
as vias aéreas inferiores, resultando na formacio de um com-
plexo primario pulmonar®”*!112 Nesta fase, pode haver
disseminagdo do agente, via linfo-hematogénica, para outros
orgdos e sistemas, dependendo de alguns fatores, como quan-
tidade de inécuos, patogenicidade e viruléncia do fungo,
assim como integridade do sistema imune e possiveis fato-
res genéticos®. Na maioria das vezes, a infeccdo primdria
regride espontaneamente, deixando lesdes pulmonar e/ou
linfética cicatriciais, nas quais o fungo pode permanecer por
muitos anos em estado latente®'?).,

Alguns individuos infectados evoluem para a forma agu-
da/subaguda (tipo juvenil), principalmente criancas e adoles-
centes, ndo havendo diferenca entre os sexos"?. Esta forma
clinica apresenta evolu¢io mais rapida, marcada pelo envol-
vimento de 6rgios internos e do sistema reticuloendotelial.
A forma cronica (tipo adulto), por outro lado, relaciona-se
areativacdo de focos latentes de P. brasiliensis ou a nova ex-
posicdo ao fungo, representando a maioria dos casos da
doenca (aproximadamente 90%). Esta forma predomina em
adultos do sexo masculino, entre 30 e 60 anos"*!9 | exibindo
curso insidioso, marcado por acometimento pulmonar e de
outros tecidos, como pele e mucosas.

Devido a raridade do comprometimento Gsseo e articu-
lar pela PCM, h4 poucas publica¢des sobre o assunto, sendo
que a maioria corresponde a relatos de casos®~"'3-19. Nao
identificamos na literatura artigos dedicados aos aspectos de
imagem do acometimento musculoesquelético da PCM na
tomografia computadorizada (TC).

O objetivo deste estudo é identificar as caracteristicas
do envolvimento osteoarticular pela doenca nas imagens de

TC, a partir de analise de uma série de casos de acometi-
mento musculoesquelético pela PCM, com confirmagio
histopatolégica, e revisdo da literatura.

MATERIAIS E METODOS

Estudo retrospectivo aprovado previamente pelo Comité
de Etica em Pesquisa com Seres Humanos de nossa institui-
¢do. Foi realizada a revisdo de laudos radiolégicos e patols-
gicos a partir do banco de dados da institui¢do, sendo encon-
trados 7 pacientes com diagnéstico de lesdes osteoarticula-
res da PCM, confirmadas pelo histopatolégico.

Os critérios utilizados para a inclusdo de casos no estudo
foram: a) confirmacao do diagnéstico de PCM pela combi-
nacio de testes soroldgicos (contraimunoeletroforese) e his-
topatoldgico de tecido Gsseo ou articular, obtido por meio
de biépsia percutanea; b) disponibilidade de imagens de TC
com evidéncia de acometimento osteoarticular pelo fungo.

Informacdes clinicas foram obtidas mediante revisdo dos
prontudrios, sendo registrados o sexo, a idade, a classifica-
¢do clinica da PCM, os sintomas osteoarticulares, assim
como a presenca de acometimento de outros 6rgios ou sis-
temas pela doenca.

As imagens de TC foram analisadas, retrospectivamente,
por dois médicos radiologistas de nossa instituicdo, um de-
les sénior e especialista em radiologia musculoesquelética,
com mais de 15 anos de subespecialidade.

RESULTADOS

Esta série consistiu em sete pacientes (Tabela 1), dos
quais 71,42% eram do sexo masculino (n=5) e 28,57% eram
do sexo feminino (n = 2). As idades variaram de 10 a 33
anos, com média de 18,42 anos (desvio-padrdo = 7,65). A
PCM foi classificada como forma aguda/subaguda em seis
individuos, enquanto apenas um dos casos foi classificado
clinicamente na forma cronica da doenca.

Houve acometimento isolado do sistema musculoesque-
lético em 57,14% dos pacientes (n = 4). Em todos os casos

Tabela 1—Caracteristicas dos sete pacientes com paracoccidioidomicose osteoarticular incluidos em nossa série.

Envolvimento
Idade Classificagao Tecidos osteoarticular Sintomas
P* Sexo (anos) clinica comprometidos Regioes afetadas QOutros sitios acometidos isolado osteoarticulares
1 M 15 Aguda/subaguda Osso Ulna — Sim Dor aguda
no cotovelo
2 M 33 Cronica 0Osso Mdltiplas (esqueleto Pulmées, linfonodos, pele, Nao Dores articulares
axial e apendicular) mucosa, 6rgaos abdominais difusas
3 F 10 Aguda 0sso, tecidos moles Cuneiforme — Sim Dor no pé apds
intermédio trauma leve
4 M 24 Aguda 0Osso Vértebra Linfonodos, pele, mucosa, Nao Assintomético
orgaos abdominais
5 F 21 Aguda 0sso, articulacédo Quadril — Sim Dor aguda
no quadril
6 M 10 Aguda Osso, articulagéo, Fémur — Sim Dor aguda
tecidos moles no joelho
7 M 16 Aguda 0sso, articulagéo Multiplas (esqueleto Pulmées, linfonodos, pele, Nao Dor aguda
axial e apendicular) orgaos abdominais no ombro

* NUmero aleatorio atribuido ao paciente. M, masculino; F, feminino.
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incluidos o tecido 6sseo estava comprometido pela doenca.
Alteracdes articulares, primarias ou secundarias, foram cons-
tatadas em 42,85% deles (1 = 3). Sintomas osteoarticulares
foram relatados pela maioria dos individuos (85,71%; 1 = 6).

As anormalidades 6sseas detectadas eram tinicas em
57,14% dos casos (n = 4) e multiplas em 42,85% deles (n =
3). O esqueleto apendicular foi afetado em 85,71% dos pa-
cientes (1 = 6), enquanto o axial foi afetado em 42,85% deles
(n = 3). Houve apenas um caso em que as lesdes identifica-
das se restringiram ao esqueleto axial.

Um total de 18 lesdes 6sseas foi estudado em relacdo a
suas caracteristicas. O envolvimento Gsseo caracterizou-se por
lesdes osteoliticas, bem definidas, com zona de transicio
estreita, variando de poucos milimetros a alguns centime-
tros, sendo que em 42,85% dos pacientes (1 = 3) notamos a
presenca de fina osteoesclerose reacional perilesional, repre-
sentando 72,22% (13/18) das lesdes ésseas contabilizadas.
Identificamos reacdo periosteal lamelar e componente de
partes moles em 11,11% (2/18) e 5,55% (1/18) das lesdes
estudadas, respectivamente. Um tnico paciente exibiu lesdes
com sequestros 6sseos. O paciente 7 da Tabela 1 apresentava
quadro agudo da doenca, com disseminacdo sistémica da
PCM e muiltiplas lesdes 6sseas. O nimero de lesdes Gsseas
era muito grande, dificultando a contabiliza¢do das anorma-
lidades, ndo sendo, portanto, avaliadas em relacdo a suas
caracteristicas especificas.

DISCUSSAO

O acometimento osteoarticular na PCM é raro®'3-17,
comprometendo entre 0,01% e 0,04% dos pacientes®'. De
acordo com a literatura®%'~19 o comprometimento osteo-
articular é mais comum nas formas disseminadas da PCM
(aguda/subaguda ou cronica), nas quais pode chegar a 20%
dos casos. Quase todos os casos de nossa série mostraram
acometimento 6sseo na forma aguda/subaguda da doenga,
com predominio em individuos jovens do sexo masculino.
Enquanto a forma disseminada da PCM representou 42,85%
dos casos, o envolvimento osteoarticular constituiu a tinica
manifestacdo da doenca em 57,14% deles.

A maioria dos estudos radiolégicos da PCM utilizou a
radiografia como método basico na avaliacdo de lesdes os-
teoarticulares'’-'?). Pereira et al.*’ submeteram 14 crian-
cas com a infec¢do a exames de radiografia simples e cinti-
lografia 6ssea. Trés pacientes apresentaram leses 6sseas iden-
tificadas apenas pelo exame de medicina nuclear, as quais
podem representar acometimento pela doenca. Dessa forma,
os autores do trabalho levantaram a possibilidade de a pre-
valéncia de lesdes 6sseas na PCM ser maior do que em ge-
ral se identifica, sendo que na rotina clinica sdo identifica-
dos apenas os casos sintomaéticos.

Na maioria das vezes, os fungos sdo aprisionados em
redes vasculares nos tecidos ésseos, a semelhanca do que
ocorre em outras infecgdes'”, sendo menos frequente o com-
prometimento Gsseo por contiguidade, a partir de lesdes
cutaneomucosas!'®1?. Sabe-se que, virtualmente, qualquer
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0ss0, no esqueleto axial ou apendicular, pode ser afetado pela
doenga, ressaltando-se na literatura uma maior prevaléncia
de lesdes no segmento tordcico e na cintura escapular, in-
cluindo esterno, claviculas, escapulas e costelas®181921,22),

Nos ossos longos, as regides metafisdrias e epifisarias sdo
os sitios mais acometidos”!”, presumivelmente em razio
da maior vascularizag¢do local, podendo ocorrer extensao di-
reta do processo para o espaco articular, o que se acredita
ocorrer em cerca de um terco dos casos!'®. Ha poucos rela-
tos de doenca restrita a articulagio, onde o fungo pode se
estabelecer a partir de disseminacdo linfo-hematogénica™!%19).

Em nossa casuistica houve predominio de lesdes no es-
queleto apendicular, encontradas em seis dos sete pacien-
tes. O esqueleto axial esteve envolvido em trés individuos,
dos quais dois apresentavam comprometimento apendicu-
lar concomitante. Observamos também acometimento arti-
cular associado a lesdes 6sseas em 42,85% dos pacientes e
nenhum caso com envolvimento isolado da articulacio.

Antecedente de trauma, aberto ou fechado, precedendo
as manifestacdes osteoarticulares, facilita o estabelecimento
do fungo durante a fase de fungemia”'%2?%, fenémeno de-
nominado locus minoris resistentiae®®, nio devendo ser in-
terpretado como fator inoculador do agente.

Admite-se que a maioria das lesdes 6sseas pela PCM seja
assintomatica®"”!$!%, representando achados incidentais em
exames radiolégicos de rotina. Monsignore et al.!”, numa
série de 19 casos de PCM osteoarticular, identificaram sin-
tomas em 12 pacientes, sendo que todos foram classificados
com a forma aguda/subaguda da doenca, sugerindo possivel
associacio entre esta forma clinica e a presenca de sintomas.
As lesoes articulares pela PCM costumam exibir quadro cli-
nico exuberante, marcado por edema articular, calor local,
rubor e perda funcional em graus variados®7 819,

Na presente série, o principal achado do comprometi-
mento osteoarticular pela PCM nas imagens de TC foi le-
sdes osteoliticas, bem delimitadas (Figura 1), variando de
poucos milimetros até alguns centimetros, o que estd de
acordo com dados da literatura®>!7-!. Diferentemente de
alguns trabalhos publicados®*>!®) identificamos a presenca
de fina osteoesclerose reacional nas margens de 72,22% (13/
18) das lesdes osseas (Figuras 2 e 3), sendo que o tempo
médio entre o aparecimento dos sintomas da doenga e o
exame de imagem foi 6,33 meses (variando de 3 a 12 me-
ses). Outros autores também identificaram a ocorréncia de
osteoesclerose marginal em parte das lesdes 6sseas! 171923,
Presumimos que esse nosso resultado possa ser explicado,
pelo menos em parte, pelo uso de imagens seccionais e pela
alta resolucdo das imagens de TC, o que pode ter proporcio-
nado maior sensibilidade na deteccio de anormalidades su-
tis em relaco a outros estudos que fizeram a avaliacdo ape-
nas por meio de radiografias simples. Em dois de nossos
casos encontramos imagens sugestivas de fraturas associa-
das as lesdes osteoliticas (Figuras 1 e 2), outro achado que
ndo tem sido descrito com frequéncia em associacdo com a
PCM osteoarticular.
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Figura 1. Adolescente de 15 anos de idade,
sexo masculino, com histéria de dor no cotovelo
hé& cerca de 40 dias. TC de cotovelo, com janela
Ossea, corte axial. Nota-se area de lise 6ssea
acometendo a medular éssea da ulna, no pro-
cesso olecraniano (seta branca), com sinais de
fratura (seta preta), adelgagamento e ruptura da
cortical 6ssea (cabeca de seta).

seta).

Algumas publicacdes descreveram a presenca de reacio
periosteal associada as lesdes 6sseas em poucos casos! 71923,
Nos identificamos apenas um paciente com periostite asso-
ciada as lesdes 6sseas (Figura 1), correspondendoa 11,11%
(2/18) das lesdes estudadas. Eventualmente, as anormalida-
des 6sseas podem apresentar destruicdo da cortical e com-
ponente de partes moles, mimetizando neoplasias 6sseas®?.
Esse achado foi identificado em 5,55% (1/18) das lesdes
6sseas contabilizadas. Destacamos o caso de uma crianca com
lesdo no cuneiforme intermédio associada a formacao expan-
siva com densidade de partes moles (Figura 4). Na fase apés
a administracdo do meio de contraste, a lesdo exibiu realce
difuso heterogéneo.

Figura 4. Paciente de 10 anos de idade, sexo feminino, com dor no pé ha trés
meses. Corte coronal, imagem de TC, com janela para partes moles. Observa-se
leséo litica com acometimento cortical do cuneiforme intermédio do pé (seta),
associada a aumento de tecidos moles (cabecas de setas).
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Figura 2. Jovem de 10 anos de idade, sexo masculino, com
histéria de dor aguda no joelho. Corte axial de TC do quadril,
com janela 6ssea. Observa-se area de lise 6ssea na cabega
femoral (seta) com osteoesclerose marginal, associada a traco
de fratura na regido da cabeca e do colo do fémur (cabega de

Figura 3. Paciente de 24 anos de idade, sexo
masculino. Corte axiaL de TC de coluna toraco-
lombar, com janela éssea. Observa-se area de
lise dssea, razoavelmente arredondada, com fina
osteoesclerose marginal, no corpo vertebral (ca-
beca de seta), estendendo-se para o pediculo
esquerdo. Foi realizada bidpsia percutanea da
lesdo Gssea proxima ao pediculo de L1, confir-
mando o diagnéstico de paracoccidioidomicose.

Ressalta-se, na literatura, a alta prevaléncia de lesdes aco-
metendo as extremidades distais das claviculas, o esterno e
as costelas®!71921,22) ' Assim como outros autores®'” le-
vantamos a possibilidade de viés decorrente da obtengdo ro-
tineira de radiografias de térax na avaliacdo inicial e no se-
guimento da PCM. O estudo radiolégico de outras regides,
a principio, fica restrito a existéncia de sintomas especificos.
Em nossa série, tivemos um paciente com envolvimento si-
métrico do terco distal das claviculas e das articulagdes acro-
mioclaviculares (Figura 5A), aspecto bastante sugestivo da
doenca, segundo alguns autores®!$19).

[lustramos um caso de sequestro 6sseo (Figura 5B), ca-
racterizado pela presenca de tecido 6sseo desvitalizado, sepa-
rado de sua matriz durante o processo de necrose®”. Radio-
logicamente, apresenta-se como imagem radiodensa, em al-
guns casos esclerética, envolta por halo radiotransparente, que
representa a lacuna no osso de origem®®. Nio encontramos,
na literatura, relatos de sequestro 6sseo associado a PCM.

As lesdes 6sseas da PCM podem exibir aspecto insufla-
tivo (Figura 5C), especialmente quando comprometem os-
sos planos!'®!. Na coluna vertebral, afetam principalmente
os corpos vertebrais (Figura 3), podendo envolver os pedi-
culos e/ou estender-se para a cartilagem discal, a partir de
erosdo das placas terminais®.

O aspecto radiolégico do acometimento articular pela
PCM, em nosso grupo de pacientes, caracterizou-se por al-
teragdes inespecificas, estando em acordo com outras publi-
ca¢des'"1. Os exames de imagem podem mostrar destrui-
¢do da cartilagem, derrame e reducdo do espaco articular.

Ap6s instituido o tratamento, as lesdes Gsseas apresentam
mudanca lenta e gradual, marcada por fibrose e neo-osteogé-
nese, com aspecto de trabeculado grosseiro e denso®1%19),

Radiol Bras. 2015 Jan/Fev;48(1):1-6
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Figura 5. Adolescente de 16 anos de idade, sexo masculino, com linfonodome-
galia generalizada e lesoes cutaneas, apresentando multiplas lesoes osteoliticas
esparsas distribuidas nas cabecas umerais, claviculas, escapulas, esterno e ar-
cos costais. Observa-se acometimento 6sseo da articulagcdo acromioclavicular
(asteriscos em A) e imagens de sequestros dsseos na cabega umeral (seta em
B). Algumas lesdes tém aspecto ligeiramente insuflativo (C), com rompimento da
cortical 6ssea (cabecas de setas). Observa-se, em D, comprometiimento de va-
rios arcos costais (cabegas de setas), além de lesdo na escépula (seta).

Formas oportunistas de infeccdo pela PCM tém sido
relatadas em pacientes imunocomprometidos®®, com pou-
cos casos descritos na literatura de associacio entre PCM e
infeccdo pelo virus HIV?!:2627, Pouco se sabe sobre a inci-
déncia e manifestacdes clinicas da doenga nesse grupo par-
ticular de individuos®®®. Nossa casuistica mostrou um caso
de pansinusopatia pela PCM, com envolvimento 6sseo in-
tranasal e de seio maxilar, em paciente portador do virus HIV.

O comprometimento 6sseo pela PCM deve ser incluido
no diagnéstico diferencial de lesdes osteoliticas, mesmo na
auséncia de comprometimento pulmonar®212428) particular-
mente se o individuo residir em areas endémicas ou tiver his-
téria de viagem a alguma dessas localidades. A doenga pode
afetar individuos de qualquer faixa etéria, apresentando fre-
quentemente aspecto radiolégico indistinguivel de outras
afecc¢des, as quais incluem osteomielite cronica, tuberculose,
histiocitose de células de Langerhans, mieloma muiltiplo,
disturbios linfoproliferativos e metdstases®16-18:21,28.29),

Da mesma forma, o acometimento articular pela PCM,
em razdo do seu cardter inespecifico, comporta um extenso
diagnéstico diferencial, sobressaindo-se a artrite reumatoide
e suas variantes, processos infecciosos por uma variedade de
microrganismos, como micobactérias e outros fungos, sar-
coidose e, mais raramente, malignidades, como carcinoma
metastatico, linfoma e leucemia?.

Nos casos em que o diagndstico sistémico da doenca
ainda ndo foi considerado ou nos casos de incerteza diag-
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nostica, pode ser necessdria a realizacdo de biépsia percuta-
nea para elucidacio diagnéstica.

Observamos que a maioria dos casos submetidos a exa-
mes de TC em nossa série constituiu-se de pacientes sinto-
maticos, o que representa, para nossa casuistica, um viés de
selecdo. Como exames de rastreamento em geral ndo sdo in-
dicados para detectar lesdes Gsseas assintomaticas na PCM,
é dificil estimar a verdadeira prevaléncia dessas alteragdes
na popula¢do de pacientes com a doenga.

CONCLUSAO

Dentro do nosso conhecimento, este é o primeiro estudo
dedicado a descrever os achados de imagem das lesdes 6sseas
e articulares do envolvimento da PCM em exames de TC.

A PCM deve ser incluida no diagnéstico diferencial de
lesdes osteoliticas, tinicas ou multiplas, no esqueleto axial
ou apendicular, mesmo nos pacientes sem diagnéstico pré-
vio de acometimento pulmonar ou visceral.
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