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Leishmaniasis mucocutanea en
pacientes
inmunocomprometidos: reporte
de 4 casos autoctonos

@ CrossMark

Mucocutaneous Leishmaniasis in
Immunocompromised Patients: Report of
4 Cases in Spain

Sra. Directora:

La leishmaniasis en una enfermedad causada por el grupo de
parasitos del género Leishmania'. Existen diferentes presen-
taciones clinicas: leishmaniasis cutanea (LC), leishmaniasis
mucocutanea (LMC), y leishmaniasis visceral’. En Espafa es
endémica en Madrid, Cataluia, Aragon, Castilla-La Mancha,
Andalucia, Comunidad Valenciana, Extremadura, Murcia y
Baleares. En las comunidades donde es obligatoria su decla-
racion no siempre se lleva a cabo'3. Las manifestaciones
clinicas dependen de la especie del parasito, el sitio de
inoculacion y el estado inmune®. Los pacientes inmunosu-
primidos tienen un riesgo alto de presentaciones graves®®.

Entre el 1-10% de las LC se extienden a mucosa, siendo
casi el 90% debido a L. braziliensis (excepcional en nuestra
area geografica).

Se realizd una bUsqueda retrospectiva en nuestra base
de datos obteniendo un total de 18 registros clinicos de
pacientes con diagnostico de LC/LMC (tabla 1), de los cua-
les 9 (50%) fueron varones y 9 mujeres (50%) con un rango

de edad comprendido entre 9-84 (media 46 anos), con un
tiempo medio hasta el diagndstico de 10 meses. Seis de
18 se encontraban inmunodeprimidos por diversas cau-
sas (diabetes mellitus, insuficiencia cardiaca congestiva,
trasplante hepatico, enfermedad de Crohn, artropatia pso-
riasica). De estos pacientes, 4 presentaban afectacion de
mucosa, ninguno de ellos con viajes recientes a otro pais.
Se presentan a continuacion.

Caso 1

Mujer de 59 anos, con lupus eritematoso sistémico en
tratamiento con metotrexato 15mg/semana, hidroxicloro-
quina 400 mg/dia, trimetoprim/sulfametoxazol 160/800 mg
3 dias a la semana, acenocumarol, prednisona y adalimumab
40mg/sc quincenal. La paciente presentd un empeora-
miento del estado general de una semana de evolucion
asociando poliartritis de carpos y rodillas. En la explora-
cién fisica se apreciaba un engrosamiento del dorso de la
lengua, Ulceras multiples en el paladar, asi como lesiones
eritematoviolaceas papulosas en los dedos de las manos y
las palmas. Se decidio ingreso. En una biopsia gastrica rea-
lizada semanas antes del mismo se evidencio la existencia
de inclusiones intracelulares indicativas de leishmania. En
la biopsia de mucosa oral también se observaron microor-
ganismos compatibles con leishmania. Se inici6 tratamiento
empirico con anfotericina a 1 mg/kg/dia los dias 1-5, 10, 17,
24, 31y 38, se suspendi6 adalimumab y se aumento la pred-
nisona a 20 mg/dia. La evolucion posterior fue favorable.
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DM: diabetes mellitus; F: femenino; ICC: insuficiencia cardiaca congestiva; LES: lupus eritematoso sistémico; M: masculino; VIH: virus de la inmunodeficiencia humana.
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Caracteristicas clinicas y epidemiologicas de pacientes con leishmaniasis cutanea y mucocutanea
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Figura 1
sion.

Lesiones en la base de la lengua, friables y con ero-

Caso 2

Varon de 62 anos, trasplantado hepatico, con anteceden-
tes de insuficiencia renal cronica, gota y EPOC. Estaba en
tratamiento con micofenolato, tiotropio y alopurinol. Con-
sulto por una lesion ulcerada en el labio superior de 2cm.
Se realizo extirpacion/biopsia de la lesion, cuya descripcion
anatomopatologica fue de lesion granulomatosa con micro-
organismos intracelulares concordantes con leishmania. Se
inicio tratamiento con antimoniato de meglumina IM a dosis
de 20mg/kg/dia durante 20 dias, con una adecuada evolu-
cion y sin recidivas.

Caso 3

Mujer de 90 anos con antecedentes de HTA, DM tipo 2, disli-
pidemia, insuficiencia cardiaca, obesidad y enfermedad de
Parkinson. Presentaba una lesion papulosa de consistencia
dura en el parpado inferior derecho con tumefaccion leve de
mas de un ano de evolucion. Se realizd escision de la lesion
cutanea sobreelevada, que media 1,5 x 1,5 cm en superficie
con fondo excavado que afectaba a la mucosa conjuntival. EL
estudio anatomopatologico confirmo el diagnostico de LMC.
No se realizaron estudios adicionales ni seguimiento, ya que
el hallazgo fue incidental.

Caso 4

Varon de 60 afos de edad, con antecedentes de artro-
patia psoriasica en tratamiento con adalimumab 40 mg sc
quincenal y metotrexato 12,5 mg semanal. Presentaba desde
hacia 3 meses lesiones papulonodulares en la region sublin-
gual, asociadas a engrosamiento gingival y erosiones (fig. 1).
Se realizd una biopsia de la mucosa en la que se observaba
la presencia de microoganismos intracelulares compatibles
con Leishmania. Se suspendio adalimumab y se inici6 trata-
miento con anfotericina B liposomal a dosis de 3 mg/kg/dia
durante 5 dias (1-5), y luego los dias 14 y 21, con una ade-
cuada tolerancia y evolucion favorable tras el tratamiento,
remitiendo las lesiones cutaneomucosas.

Discusion

En Espana la leishmaniasis es endémica en varias comu-
nidades auténomas’. Se ha descrito un incremento en la
incidencia en pacientes inmunodeprimidos®. El compromiso
mucoso de la leishmaniasis es muy infrecuente en el viejo
mundo’ y, por otro lado, la mayoria de los casos de LMC se
han reportado en pacientes inmunodeprimidos?. La afecta-
cién mucocutanea de la leishmaniasis es debida en un 90% a
L. braziliensis, la cual se encuentra casi exclusivamente en
regiones de América del Sur; sin embargo, existe un incre-
mento gradual de casos comunicados con lesiones mucosas
causados por L. infantumy L. major'.

En nuestra revision de casos se observdo que los
4 pacientes con afectacion de mucosas se encontraban inmu-
nocomprometidos. Se puede inferir con ello que en los
pacientes en los que se observen lesiones en diversas muco-
sas cuyo origen no se haya aclarado, es importante descartar
la Leishmania. Los 4 pacientes con afectacion en mucosa
eran de origen espanol. En este sentido hay que sefalar que
este tipo de afectacion (mucocutanea) es muy infrecuente
en Espafna y en el resto de Europa’. Aunque no se pudo tipi-
ficar el tipo de Leishmania, es muy poco probable que se
trate del subtipo L. braziliensis por ser infrecuente en esta
region.

En cuanto al tratamiento de la LMC, existe discrepancia
ya que algunos casos han evolucionado de manera favora-
ble con la reseccion de la lesion mientras otros autores
recomiendan tratamiento sistémico por el riesgo de afec-
tacion visceral'®'". Dentro de las opciones terapéuticas
tenemos: la administracion de compuestos pentavalente
antimoniales, pentamidina, anfotericina B, azoles, miltefo-
sina. En el caso de pacientes con terapias inmunosupresoras,
se deberia intentar suspender el medicamento hasta la
finalizacién del tratamiento'®. Tampoco hay unanimidad en
la reintroduccion del farmaco inmunosupresor por riesgo
de recaida, especialmente los anti-TNF-alfa'®. En este sen-
tido, la mayoria de los casos reportados en la literatura
de pacientes tratados con anti-TNF-alfa vuelve a dicha
terapia después de haber tratado de manera optima la
leishmaniasis'®.

En conclusion, en areas endémicas de leishmaniasis, y
ante pacientes con estado de inmunosupresion en los que se
objetiven lesiones en cualquier superficie mucosa, hay que
considerar la Leishmania como agente causal.
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Bullous Sweet’s syndrome with
myositis

@ CrossMark

Sindrome de Sweet ampollar con miositis
Dear Editor:

A 79-year-old female, who had suffered from myelodys-
plastic syndrome (MDS) (RAEB-1), was referred to our
department complaining of painful lesions on the neck,
chest and lower extremities with fever-up which appeared
three weeks previously. She had received occasional transfu-
sion for her MDS, but granulocyte-colony stimulating factor
(G-CSF) was not administered. Physical examination showed
ill-defined, tender edematous erythemas with bullous and
erosive lesions on the chest (Fig. 1a). In addition, painful
fresh-colored erythematous plaques were scattered on the
lower extremities. Laboratory examination showed sligh-
tly elevated white blood cell counts (9100/ul with 27%
Band, 29% Seg, 12% Lym, 4% Mono, 4% Eo, 9% Baso, and
10% Meta), and increased levels of erythrocyte sedimen-
tation rate (136 mm/h) and C-reactive protein (9.0 mg/dl).
A biopsy specimen from the chest showed dense neutrophilic
infiltration throughout the edematous dermis (Fig. 1c). Bac-
terial culture resulted sterile. Bone marrow biopsy revealed
severe hypocellular bone marrow with a marked decrease
of erythroblasts and megakaryocytes. After admission, sys-
temic prednisolone (20 mg/day) was started which resulted
in the improvement of skin lesions. However, during the
course, she complained of severe muscle pain of the right

thigh along with fever up to 39°C. Examination by MRI
showed edematous swelling on the right gluteus maximus
muscle (Fig. 1d). Unfortunately, muscle biopsy was not per-
formed, because her general conditions worsened. Serum
creatine kinase level was not elevated and myositis was
gradually improved without dose-up of prednisolone. Howe-
ver, her general condition was worsened, and she died of
disseminated intravascular coagulation, renal failure, and
complete A-V block one month after admission.

Sweet’s syndrome is characterized by tender erythe-
matous skin lesions accompanied by fever-up, in which
inflammatory cells predominantly consisted of neutrophils
infiltrate diffusely in the dermis. Sometimes Sweet’s syn-
drome presents with atypical variants,’ and bullous variant
is histologically characterized by extensive neutrophilic
exocytosis and severe edema of the upper dermis. Whether
cases of bullous Sweet’s syndrome are commonly associated
with hematological disorders is controversial.>* In the pre-
sent case, bullous lesions were developed in a patient
with active and severe MDS. The patient had no other
apparent triggers such as upper airway or gastrointestinal
infections and the use of new drugs, for the induction of
Sweet’s syndrome. Also, the patient developed non-bullous
infiltrative erythema on the knee, and muscle tenderness
during the course. So far, several cases of extracutaneous
manifestations of Sweet’s syndrome have been reported
involving the lung, digestive tract, joints, lymph nodes,
liver, spleen, eyes, central nervous system, and bone.* Only
several cases of neutrophilic myositis have been reported
in association with neutrophilic dermatosis®; however, to
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