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Leishmaniose mucocutanea facial: desafios do diagnéstico
ao tratamento

Facial mucocutaneous leishmaniasis : challenges of diagnosis to treatment

Marconi Eduardo Sousa Maciel Santos'| Emerson Filipe de Carvalho Nogueira"| Pedro Henrique de Souza
Lopes' |Belmino Carlos Amaral Torres"

RESUMO

A leishmaniose constitui um grave problema de satdde pUblica no Brasil e no mundo, sendo endémica
em 88 paises e a segunda doenca mais importante dentre as causadas por protozodrios com relevéncia
médica, superada apenas pela maldria. Quando acomete a mucosa oral, a doenca se torna destrutiva ou
ulcerovegetativa e granulomatosa, acompanhada pela presenca de granulacées grosseiras e sulcos profun-
dos, normalmente associada & sinfomatologia dolorosa, dificuldade de degluticdo, sialorréia, odor fétido e
sangramento. O diagndstico é um verdadeiro desafio a toda equipe de profissionais, principalmente se o
paciente ndo reside em dreas endémicas e também pela vasta possibilidade de diagnésticos diferenciais,
inclusive nos resultados de exames complementares e andtomo-patolégico. O objetivo deste trabalho é
relatar um caso raro de leishmaniose mucocuténea, discutindo as formas de diagnéstico e tratamento.
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ABSTRACT

Leishmaniasis represents a serious public health problem in Brazil and abroad, being endemic in 88
countries and the second most important disease caused by protozoan with medical relevance, exceeded
only by malaria. When affecting the oral mucosa, the disease becomes destructive or ulcerovegetative and
granulomatous, followed by the presence of rough granulations and deep grooves, typically associated with
painful symptoms, swallowing difficulty, sialorrhea, fetid odor and bleeding. The diagnosis is a real challenge
to the entire professional team, especially if the patient does not reside in endemic areas and also by the
vast possibility of differential diagnoses, including the results of laboratory and anatomopathological tests.
The aim of this study is to report a rare case of mucocutaneous leishmaniasis, discussing ways of diagnosis
and treatment.
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INTRODUGAO

A Leishmaniose é uma doenca infecciosa, néo
contagiosa, causada por diferentes espécies de
protozodrios do género Leishmania, que podem
acometer pele e/ou mucosas.! Na sua forma
primdria, esta infeccGo é predominantemente
zoondtica, sendo o ser humano normalmente
envolvido secundariamente?, apds transmissao
através da picada dos mosquitos flebotomineos.'
Dados epidemiolégicos apontam que este tipo
de infeccdo ocorre amplamente em toda a Africa,
Asia, América do Sul, Oriente Médio, e na regido
do Mediterréneo.® No Brasil, a incidéncia de casos
confirmados tem aumentado nos Gltimos 20 anos,
com surtos epidémicos ocorridos especialmente nas
regides Sudeste, Centro-Oeste, Nordeste e mais
recentemente na Amazénia.*

Apbs a infeccao pelo protozodrio, o periodo de
incubacdo da leishmaniose torna-se bastante varid-
vel. Estudos de casos desta infeccdo em populacoes
isoladas observadas revelaram periodos de incuba-
céo oscilando de 10 a 60 dias.> Na maioria dos
casos, a leishmaniose mucosa ocorre apds as lesdes
cuténeas, e o diagnéstico do envolvimento mucoso
é estabelecido somente meses a anos apds a cura
clinica do sitio de infeccdo cutanea inicial.?

A doenca pode afetar a pele, mucosa, visceras,
ou dreas mucocutdneas, variando de acordo com
a regido geogrdfica em que as diferentes espécies
de Leishmania sdo encontradas e a resposta do
hospedeiro.? A forma clinica predominante em 95%
dos casos notificados é a cuténea, seguida pela
mucosa em 3%-5% dos casos.® Quando acometem
a mucosa oral, a doenca se torna destrutiva ou ulce-
rovegetativa e granulomatosa, acompanhada pela
presenca de granulacdes grosseiras e sulcos pro-
fundos.” Normalmente associadas & sintomatologia
dolorosa, dificuldade de degluticéo, sialorréia, odor
fétido e sangramento. Na cavidade bucal, os locais
mais afetados por essas lesdes sdo os ldbios, palato

duro, palato mole e Gvula, enquanto que as lesdes
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alveolares, lingua, amigdalas, e regido retromolar
sdo raras e estdo associadas principalmente com
casos de imunossupressdo.’

O diagnéstico da leishmaniose é um verdadeiro
desafio a toda equipe de profissionais. A principio,
as manifestacées clinicas da doenca apresentam
um amplo diagnéstico diferencial, a histéria cli-
nica normalmente ndo determina uma suspeita
plausivel, como também, a deteccdo do parasita
é dificil, especialmente nos casos de Leishmaniose
mucosa. Diagnésticos diferenciais de tais lesdes
incluem carcinoma de células escamosas, sifilis
tercidria, psoriase, lupus, e devido & raridade do
envolvimento gengival, a leishmaniose néo é a
primeira hipétese de diagndstico nesses casos.” A
apresentacao clinica é determinada numa grande
parte pela resposta imune do hospedeiro®, sendo
que outras doencas infecciosas ou néo infecciosas
podem mostrar lesdes semelhantes, entre elas a
paracoccidioidomicose, histoplasmose, tubercu-
lose, hanseniase, granuloma letal da linha média,
pénfigo vulgar, penfigdide, gengivite plasmocitica,
anemias, leucemia, e carcinoma verrucoso).*’8?
Gontijo e Carvalho* (2003) ainda acrescentam
rinoscleroma e bouba.

O diagnéstico pode ser feito, na maioria dos
casos, com base nos resultados do teste cutdneo
de Montenegro, testes sorolégicos e outros exames,
como exame histopatolégico e imunohistoquimica.
O teste de Montenegro possui baixa sensibilidade
e especificidade no diagnéstico de leishmaniose
muco-cutnea, | os testes sorolégicos, ELISA e o
teste de aglutinacao direta, séo altamente sensiveis
no diagndstico dessa patologia, sendo ELISA o mais
confidvel dos testes.'® A histopatologia pode ser
sugestiva, mas raramente é especifica suficiente-
mente para fazer o diagndstico sem a identificacdo
da forma amastigota.'® Mais recentemente, com a
utilizacéo da técnica de hibridizacéo ou a reacao
da polimerase em cadeia (PCR) tornou-se possivel

a deteccdo e identificacdo das formas amastigotas,
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dispensando deste modo a cultura e andlise isoen-
zimdtica da cepa. Esses métodos aumentaram de
forma importante a sensibilidade no diagnéstico da
leishmaniose, além de serem métodos muito mais
répidos e exigirem somente uma pequena amostra
do material a ser estudado.'®

O tratamento para a leishmaniose é igualmente
varidvel e ainda controverso, ndo havendo um con-
senso universal sobre o tipo de medicamento mais
eficaz, periodo de utilizacéo, periodos de laténcia
e controle de suas sequelas. Tem sido proposto a
utilizacdo de alguns medicamentos como o antimé-
nio pentavalente, compostos de lipidios associada
anfotericina, compostos orais imidazdis, e vdrios
outros fratamentos locais ou tépicos.” 12

Portanto, é importante que os cirurgides buco-
maxilofaciais sejam capazes de reconhecer as lesdes
mucocuténeas causadas por leishmaniose e estarem
cientes do manejo adequado.® O objetivo deste
trabalho é relatar um caso raro de leishmaniose
mucocutanea, discutindo as formas de diagndstico

e tratamento.

RELATO DO CASO

Paciente de 53 anos, feoderma, tabagista cré-
nico (hd 40 anos), motorista de caminhédo, com-
pareceu a Faculdade ASCES em Caruaru-PE, com
queixa de sangramento e dor em regido gengival
e alveolar esquerda, com 2 meses de evolucdo e
surgida sem causa aparente.

Ao exame fisico extraoral, ndo foi observada
nenhuma assimetria facial, e nenhuma cadeia
ganglionar foi observada durante a palpagéo. Ja
no exame fisico intraoral, observou-se lesdo em
rebordo alveolar superior esquerdo, com aproxima-
damente 2 cm de extens@o, eritematosa, ulcerada,
sangrante, e dolorosa & palpacéo (Figura 1). Os
exames complementares, tanto laboratoriais quanto

de imagens, ndo revelaram nenhuma alteracéo sig-
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nificativa ou que denotassem suspeitas de alteraces

sistémicas ou envolvimentos de tecidos duros.

3

Figura 1 - Aspecto clinico inicial com evidéncias cli-
nicas de lesé@o ulcerada envolvendo o rebordo alveolar
superior esquerdo.

As hipéteses diagnésticas iniciais do caso
foram de paracoccidioidomicose ou carcinoma
espinocelular e indicou-se a realizacdo de biépsia
incisional da lesGo e exame andtomopatolégico, o
qual resultou no diagnéstico de Leishmaniose. Apés
o resultado e confirmacdo diagnéstica, o paciente
foi orientado e encaminhado ao médico clinico
e especialista em dermatologia para que tivesse
conhecimento do diagndstico e instituisse um tra-
tamento clinico e medicamentoso adequado.

Inicialmente o paciente foi submetido a aplica-
¢oes parenterais de drogas antimoniais (antimoniato
de N-metilglucamina — Glucantime® 300 mg/ml)
em ambiente hospitalar e apds completar seu ciclo
de aplicacdes passou por um periodo de laténcia e
acompanhamento clinico médico e odontolégico.
Apés 1 ano, o paciente foi submetido a um novo
exame hematoldgico especifico para Leishmaniose
(Elisa para Leishmania), o qual ndo observou-se a
presenca do parasita. Mesmo com resultado nega-
tivo no teste Elisa, o paciente comecou a apresentar
sinais de recorréncia da lesdo apds 30 dias (Figura
2). Desta vez, as lesdes envolviam tanto o local

original como também a regid@o posterior do palato
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mole, além de envolvimento cuténeo inicial no labio

superior, septo nasal e columela (Figuras 3 e 4).

Figura 2 - Aspecto clinico da lesdo apés 30 dias do
término das aplicagdes de medicamentos antimoniais.
Nota-se uma discreta melhora, porém com persisténcia
no quadro ulcerativo.

Figura 3 - Aspecto clinico apés constatacdo de recidiva
da lesdo (A) com envolvimento de dreas posteriores da
maxila bilateralmente (B).
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Figura 4 - Ao exame fisico intra-nasal, havia sugestdo
de envolvimento de septo nasal e columela e suspeitas
de inicio de envolvimento cutdneo.

O caso foi novamente biopsiado de forma inci-
sional e novamente encaminhado para um centro
de referéncia em tratamento de lesdes mucocuté-
neas tropicais, onde iniciou um novo fratamento
medicamentoso com anfotericina 10 ml em soro
glicosado 50 ml em 100 ml/h, 1x/dia, por 24 dias;
sulfametoxazol 400 mg, 2 comprimidos ao dia, du-
rante 1 ano; e timetoprima 80 mg, 2 comprimidos
ao dia, por 1 ano.

Apébs 18 meses de acompanhamento, o pa-
ciente encontra-se ainda sob fratamento, porém &
apresenta melhora significativa do quadro clinico

e auséncia de queixas (Figuras 5 e 6).

Figura 5 - Acompanhamento 18 meses apés inicio da
terepia medicamentosa — vista intraoral.
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Figura 6 - Acompanhamento 18 meses apés o inicio
da terapia medicamentosa — vista extraoral

DISCUSSAO

A leishmaniose constitui um grave problema
de salde publica no Brasil e no mundo, sendo
endémica em 88 paises e a segunda doenga mais
importante dentre as causadas por protozodrios com
relevancia médica, superada apenas pela maléria.?
Entretanto, a regido Nordeste do Brasil, este tipo de
doenca é pouco observada e os relatos de leishma-
niose ndo sdo tdo freqientes e restritos a pequenas
dreas especificas ou geralmente envolvendo pacien-
tes que viajaram para éreas endémicas. Entretanto,
no Agreste pernambucano, a cidade de Pesqueira
tem registrado inGmeros casos de leishmaniose
acometendo especialmente moradores de tribos
indigenas e, apesar do paciente relatado néo ter
origem silvicola, o mesmo era residente no munici-
pio supracitado e tinha como profissdo motorista de
caminhdo e viajava bastante para diversas regides
do Brasil.

Apesar de ser menos freqiente do que a forma
cuténea, o comprometimento da mucosa nasal e/
ou oral é geralmente mais grave, podendo deixar
seqUelas e provocar ébito. O tempo de evolugéo
é o fator biolégico que determina a disseminacédo
do parasita e é um dos principais responsdveis pela
gravidade das lesdes mucosas e suas consequén-

cias.? O diagnéstico precoce foi fator importante na
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evolucdo do caso relatado, pois apesar de apresen-
tar uma leséo ulcerada, ainda néo havia destruicdo
tecidual causada pela evolucdo da doenca, espe-
cialmente nas regides cuténeas e cartilaginosas da
face, que poderiam deixar seqielas irreversiveis.

O aspecto clinico das lesdes encontradas
no paciente foram semelhantes as descritas na
literatura’®'3, ou seja, uma margem eritematosa
laminada, com aspecto Ulcerovegetativo, podendo
facilmente ser confundido com outras lesées. Re-
latérios de envolvimento gengival na leishmaniose
s@o raros, sendo comumente descrito em pacientes
HIV-positivos e/ou individuos com a forma visceral
da leishmaniose no Velho Mundo, assim como em
pacientes com outros fipos de imunossupresséo.’
O paciente do presente trabalho, nGo apresentava
queixas sistémicas ou sinais e sinftomas de imuno-
depressd@o, também néo foi observada nenhuma
evidéncia de visceromegalia durante palpacao
abdominal, descartando a hipétese de associacéo
com a forma visceral da leishmaniose.

Um exame fisico adequado e um diagndstico
diferencial etiolégico de todos os casos s@o obriga-
térios, no caso particular das lesdes gengivais, além
das doencas mencionadas no diagnéstico diferen-
cial deve incluir também a doenga periodontal. Em
algumas regides do mundo, como o Brasil, algumas
dessas doencas ocorrem em regides endémicas
para a leishmaniose, tuberculose, histoplasmose
e paracoccidioidomicose, tendo o aspecto clinico
das lesées da mucosa similares a esta Gltima.”#"3
Macroscopicamente, a substéncia granulada de
lesdes ulceradas da Leishmaniose é muito maior e
apresenta um aspecto grosseiro em comparacéo
com as granulagdes afiadas com pontos hemor-
rdgicos, chamados de “estomatite em forma de
amora”, desenvolvidos na paracoccidioidomicose.
No entanto, essa diferenca é subjetiva, porque as
lesdes sdo semelhantes e uma doenca periodontal
sobreposta pode estar presente.” No caso clinico,

houve inicialmente suspeitas presuntivas de carcino-
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ma espinocelular e paracoccidioidomicose devido
as caracteristicas clinicas e historia da doenca, po-
rém patologias no periodonto ndo foi nem cogitada,
pois o paciente era desdentado total.

O diagnéstico clinico, acompanhado de exames
complementares, como a realizacdo da biépsia da
lesGo e exame histopatolégico propriamente dito,
as quais foram realizadas no paciente, sdo técnicas

4 na conclusdo do

confidveis por muitos autores®'
diagnéstico de Leishmaniose. O diagnéstico pode
ser dificultado, principalmente se o paciente néao
reside em dreas endémicas e também pela vasta
possibilidade de diagndsticos diferenciais'® ou pela
inexperiéncia da equipe clinica responsdvel. Apesar
do Agreste de Pernambuco apresentar registros de
muitos casos, estes geralmente acometem regides
cuténeas e sdo encaminhadas e tratadas por equi-
pes médicas. J& os casos de lesdes de mucosas
orais e/ou muco-cuténeas sdo pouco observados
por Cirurgides Dentistas em suas rotinas clinicas e
no caso relatado, apesar da experiéncia da equipe,
o diagndstico surpreendeu pelo resultado e sé foi
conclusivo apés o exame andtomo-patoldgico re-
alizado a partir da biépsia incisional. Outra opcéo
de confirmacéo diagnéstica seria o exame de PCR
(Reacdo de Polimerase em Cadeia) que permite
amplificar em escala exponencial a seqiéncia de
DNA, identificando pequenas quantidades de DNA
da leishmaniose, com especificidade de 95% e
sensibilidade de 98% para diagnéstico da doenca.*
Pela dificuldade de realizacdo do exame no servico
publico (SUS), e a baixa condicdo financeira do
paciente, néo foi solicitado o PCR.

Os antimoniais pentavalentes continuam sendo
a droga de escolha no tratamento, entretanto a
anfoterecina B encontra indicacéo nos casos mais
graves ou nos individuos que ndo respondem ao tra-
tamento com antimoniais*, sendo altamente eficaz,
no entanto, apresentam alta toxicidade. A forma
lipossomal da anfotericina B age especificamente

sobre células-alvo (macréfagos), incorporando ao
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meio intracelular e assim reduzindo efeitos colate-
rais, inclusive em pacientes sem resposta terapéutica
aos antimoniais pentavalentes.'® Seu uso é limitado
pelo alto custo e pela administracdo endovenosa'
0 que restringe seu Uso a poucos centros especia-
lizados e normalmente em dmbito hospitalar com
acompanhamento médico e controle das reacdes
adversas. O tratamento local de pequenas lesdes
pode néo ser necessdrio, |G lesdes maiores podem
ser tratadas com excis@o cirGrgica, curetagem
ou crioterapia.®*? No caso apresentado, apds a
confirmacé@o diagndéstica pela bidpsia, o caso foi
encaminhado e conduzido por equipe médica em
ambiente hospitalar de referéncia que optou por
ndo realizar nenhum tratamento local sendo a te-
rapéutica restrita a utilizacdo inicial deantimoniato
de N-metilglucamina, o qual resultou em recidiva
da lesGo posteriormente e com isso, uma nova
abordagem medicamentosa com substituicdo pelo
uso da anfotericina associado ao sulfametoxazol e

a timetoprima.

CONSIDERACOES FINAIS

E importante que o Cirurgido Dentista, dentre
eles o Cirurgido Bucomaxilofacial, seja capaz de
reconhecer as caracteristicas clinicas de lesdes
mucocuténeas faciais causadas pela leishmaniose.
O diagnéstico apesar de dificil, deve ser realizado
o mais precoce possivel e pode ser alcancado por
meio de exames clinicos, laboratoriais e andtomo-
patolégicos a fim de instituir terapias cirdrgicas,
ou mais freqientemente medicamentosas, sob o

acompanhamento de equipe especializada.

ISSN 1679-5458 (versdo impressa) ISSN 1808-5210 (versao online)



REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS
Basano SA, Camargo LMA. Leishmaniose tegu-
mentar americana: histérico, epidemiologia e

perspectivas de controle. Rev. Bras. Epidemiol,
2004; vol. 7, n® 3, p.328-337.

Diniz JLCP, Costa MOR, Goncalves DU. Muco-
cutaneous Leishmaniasis: clinical markers in
presumptive diagnosis. Braz J Otorhinolaryngol,

2011; 77(3):380-4.

Amin M, Manisali M. Cutaneous Leishmaniasis
Affecting the Face: Report of a Case. J Oral
Maxillofac Surg, 2000; 58:1066-1069.

Gontijo B, Carvalho MLR. Leishmaniose Tegumentar
Americana. Revista da Sociedade Brasileira
de Medicina Tropical, 2003 jan/fev; 36(1)
71-80.

Carvalho LP, Passos S, Bacellar O, Lessa M, Almei-
da RP Magalhaes A, Dutra WO, Gollob K/,
Machado P de Jesus AR. Differencial immune
regulation of activated T cells between cuta-
neous and mucosal leishmaniasis as a model

for pathogenesis. Parasite Immunol, 2007;

29:251-8.

Secretaria de Estado da Satde. Superintendéncia de
Epidemiologia. Andlise da situagdo de satde
em Minas Gerais; 2006.

Palmeiro MR, Rosalino CMV, Quintella LP Mor-
gado FN, Martins ACC, Moreira J, Schubach
AO, Conceicao-Silva F. Gingival leishmaniasis
in an HIV-negative patient. Oral Surg Oral
Med Oral Pathol Oral Radiol Endod, 2007;
104:e12-e16.

Castling B, Layton SA, Pratt RJ. Cutaneous leishma-

niasis. An unusual cause of facial swelling. Oral

Surg Oral Med Oral Pathol, 1994; 78:91-2.

Costa Jr JW. Mucocutaneous leishmaniasis in a US
Citizen. Oral Surg Oral Med Oral Pathl Oral
Radiol Endod, 2003; 96:573-7.

ISSN 1679-5458 (verséo impressa) ISSN 1808-5210 (verséo online)

Loureiro CCP. Dadalti P Gutierrez MCG, Ramos-e-
Silva M. Leishmaniose: Métodos Diagnésticos.
Folha Médica, 1998; 117(2):131-134.

Roundy S, Almony J, Zislis T. Cutaneous Leishmania-
sis of the Lower Lip in a United States Soldier. J
Oral Maxillofac Surg, 2008; 66:1513-1515.

Veraldi S, Bottini S, Persico MC, Lunardon L. Case
report: leishmaniasis of the upper lip. Oral
Surg Oral Med Oral Pathol Oral Radiol Endod,
2007; 104:659-61.

Veronesi R, Focaccia R. Tratado de Infectologia, v.2,
Atheneu, Sao Paulo, 1997.

Sampaio RNR, Salaro CP, Resende P, de Paula CDR.
Leishmaniose tegumentar americana associada
a AIDS: relato de quatro casos. Revista da So-
ciedade Brasileira de Medicina Tropical, 2002
nov/dez; 35(6): 651-654.

Gomes ACA, Dias EQOS, Pita Neto IC, Bezerra TP
Leishmaniose Muco-Cutanea: Relato de Caso
Clinico. Revista De Cirurgia e Traumatologia
Buco-Maxilo-Facial, 2004 out/dez; v.4, n.4,
0. 223 — 228.

ENDERECO PARA CORRESPONDENCIA:
Marconi Eduardo Sousa Maciel Santos
Faculdade ASCES
Av. Portugal, 584 — Bairro Universitério —

Caruaru PE — Brasil
Fone: (81) 2103-2000

marconimaciel@gmail.com

Rev. Cir. Traumatol. Buco-Maxilo-Fac., Camaragibe v.13, n.2, p. 15-20 , abr./jun. 2013

MACIEL SANTOS, et al.

21






