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RESUMEN

Objetivo : Dar a conocer uno una presentacion atipica de una infeccién granulomatosa causada
por hongos entomoftorales,

Presentacion del caso : Paciente masculino de 18 afios proveniente de zona rural, estudiante, que
consulta por aumento progresivo del volumen del cuello asociada a secrecidon purulenta
autolimitada, se encontrd a nivel de region maxilar derecha tumoracion de gran tamafio bien
definida, con superficie lisa y adherida a planos profundos, no dolorosa. Mediante histopatologia,
dado hallazgo de hifas fungicas septadas dentro de las células gigantes reaccién conocida como
fendmeno de Splendore — Hoeppli, se llega al diagndstico de basidiobolomicosis..

Conclusiones: Se debe sospechar basidiobolomicosis en pacientes procedentes de zonas
tropicales con nédulo subcutaneo unilateral, indoloro, pruriginoso, firme con extensién vy
agrandamiento periférico gradual en zonas expuestas del cuerpo, predominantemente nifios y
adolescentes. El tratamiento sera con yoduro de potasio, azoles o anfotericina B.

Palabras claves: basidiobolomicosis; micosis; pseudotumor.
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Subcutaneous basidiobolomycosis, case report

ABSTRACT

Objective: To report an atypical presentation of a granulomatous infection caused by
entomophthora fungi,

Case presentation: 18-year-old male patient from a rural area, student, who consulted for
progressive increase in the volume of the neck associated with self-limited purulent discharge, a
large well-defined tumor was found in the right maxillary region, with smooth surface and
adherent to deep planes, not painful. By histopathology, given the finding of septate fungal
hyphae within the giant cells, a reaction known as Splendore-Hoeppli phenomenon, the diagnosis
of basidiobolomycosis was made.

Conclusions: Basidiobolomycosis should be suspected in patients from tropical areas with
unilateral, painless, pruritic, firm subcutaneous nodule with gradual peripheral extension and
enlargement in exposed areas of the body, predominantly children and adolescents. Treatment
will be with potassium iodide, azoles or amphotericin B.

Key words: basidiobolomycosis; mycosis; pseudotumor.
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INTRODUCCION

La entomoftoramicosis es una infeccién granulomatosa subcutanea crénica causada por
hongos del orden entomoftoral en paises tropicales y subtropicales. Las dos formas de
entomofomicosis incluyen conidiobolomicosis (causada por Conidiobolus coronatus y C.
incongruus) y basidiobolomicosis (causada por B. ranarum). Aunque B. ranarum se
encuentra en todo el mundo, la basidiobolomicosis es endémica de las regiones
tropicales y subtropicales de América del Sur, Africa, Asia y el suroeste de los Estados
Unidos. Es un hongo saprofito que se encuentra comunmente en plantas en
descomposicion, suelo y tracto digestivo de anfibios, peces, murciélagos, reptiles e
insectos, Se cree que la infeccién ocurre por picaduras de insectos o inoculaciéon
epidérmica con material vegetal contaminado (Bering et al., 2018), (Rajan et al., 2017).
Este informe describe el caso de un paciente adulto joven sin comorbilidades con

basidiobolomicosis subcutanea que presentd una infeccion necroética en cuello.

METODOLOGIA

Paciente masculino de 18 afios proveniente de zona rural de Venezuela, estudiante, quien
consulta por dos afios con aumento progresivo del volumen del cuello asociada a salida
de secrecion purulenta autolimitada, sin historia de fiebre, tos, pérdida de peso o disfagia,
ni antecedentes sugestivos de inmunosupresién. Al examen fisico se encontrd
tumoracion de 15x15cm en regién maxilar derecha bien definida, de superficie lisa,
adherida a planos profundos, no dolorosa (Fig. 1), ademas aumento del volumen del
cuello en region anterolateral derecha desde su base hasta region dorsal que
compromete tejido celular subcutaneo y musculo, de superficie lisa, dura, indolora con
eritema, lesion que respeta linea ventral derecha, sin desplazamiento de estructuras (Fig.
2), asociado a limitacion en la realizacién de movimientos latero cervicales del cuello;
paraclinicos informan hemograma con leucocitosis y neutrofilia, no anemia, glucemia,
proteinas totales y pruebas de funcién renal en rango normal, serologia para hongos
negativas (Aspergillus, C posadaii, S schenckii, H capsulatum, P brasilensis), en TAC
cervical se evidencia lesion lateral derecha e izquierda de contornos irregulares, sin
alteraciéon de la columna aérea, sin calcificaciones ni afectacion de la columna vertebral
(Fig. 3). Se realiza biopsia con estudio histopatoldgico que concluye proceso inflamatorio

crénico granulomatoso y necrotizante, con numerosas células gigantes multinucleadas e
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hifas fungicas septadas en su interior, reaccién conocida como fendmeno de Splendore
- Hoeppli presuntivo de infeccién por B. ranarum. Se inicié manejo con itraconazol con
escasa respuesta, posteriormente intolerancia a manejo con Anfotericina B, se instaurd
tratamiento con posaconazol pero ante escasa disponibilidad y alto costo se culmind

terapia con yoduro de potasio con evidencia de mejoria clinica.

RESULTADOS Y DISCUSION

La Basidiobolus ranarum se describid por primera vez en 1886 en ranas. Este hongo es un
saprofito ambiental que se encuentra en el suelo y materiales vegetales en
descomposicion (Almoosa et al., 2017). Es trasmitida por picadas de mosquito o insectos
infectados, lo cual indica que un artrépodo es el vector, aunque se ha sugerido también
la entrada del hongo por otra via, ya sea gastrointestinal o pulmonar, ha sido aislado de
heces de lagartijas, ranas y otros anfibios, que ingieren insectos infectados (Vargas
Montiel, n.d.),. Suele afectar a nifios y rara vez se presenta en adultos, con mayor
prevalencia en hombres que en mujeres, todos los grupos de edad son susceptibles y las
victimas de esta infeccion suelen ser sujetos sanos inmunocompetentes (Saeed et al.,
2014). Las regiones anatdomicas mas comprometidas suelen ser el perineo, las nalgas, el
tronco y los muslos (Sackey et al., 2017). Como ya se menciond suele causar infeccion
subcutanea que puede ser transmitida por inoculacion traumatica, también puede
ocasionarse a nivel gastrointestinal la cual es rara; se asocia con masa o lesiones
inflamatorias en el tracto gastrointestinal (Infectious Causes of Peripheral Eosinophilia -
UpToDate, n.d.). Se presenta con mayor frecuencia en nifios residentes de areas rurales
(BASIDIOBOLOMICOSIS | PDF | Hongo | Especialidades Medicas, n.d.). La
basidiobolomicosis se presenta en Africa, India, el Lejano Oriente, América Latina y el sur
de los Estados Unidos de América (Habib et al., 2020). Una revisidon de la zigomicosis por
B ranarum sugiere que se sabe que este moho produce varias enzimas, por ejemplo,
lipasa y proteasa, que probablemente desempefian un papel en la patogenia de las
infecciones (Nemengani et al., 2009). Su manifestacion clinica inicia con engrosamiento
progresivo difuso del tejido subcutdneo y deformacion significativa debido a la
inflamacion granulomatosa crénica del tejido subcutaneo; las lesiones clinicas a veces se
confunden con malignidad (Rermluk et al., 2017). Clinicamente, la basidiobolomicosis

produce placas subcutaneas firmes, bien delimitadas, generalmente frias e indoloras, que
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se vuelven calientes y dolorosas durante los brotes. Puede causar una enfermedad
invasiva del tracto gastrointestinal o los pulmones e incluso puede diseminarse por todo
el cuerpo. (Kombaté et al., 2012). La infeccidn gastrointestinal por basidiobolomicosis se
debe a la ingestion de alimentos contaminados. La caracteristica de presentacién mas
comun es un dolor abdominal vago, a veces asociado con diarrea o estrefiimiento.
(Mohammed et al., 2020), pueden recibir un diagndéstico erroneo de masa apendicular,
tuberculosis intestinal o malignidad (Arabi et al, 2019). El diagndstico de
basidiobolomicosis no es facil porque los signos clinicos e histopatoldgicos no apuntan
directamente a una infeccidon fungica y especialmente en los tréopicos donde puede
simular una infeccion por Mycobacterium ulcerans(Darré et al., 2018). La sospecha
diagnostica inicial incluye hallazgo de eosinofilia en el hemograma, los estudios
imagenoldgicos no muestran un hallazgo tipico, el diagndstico confirmatorio se logra
mediante biopsia del tejido cuya revisidon histopatoldgica muestra infiltrados granulares
eosinofilicos densos que rodean los elementos hifales, llamado fenémeno de Splendore-
Hoeppli (Gianella & Letendre, 2016) y el gold estandar es el cultivo de muestras de tejido,
sin embargo, este cultivo es menos sensible para las enfermedades fungicas subcutdneas,
por lo cual, en ausencia de un cultivo positivo, el diagndstico se puede realizar mediante
la identificacion microscopica del hongo (“Issue Information,” 2022). La farmacoterapia
disponible actualmente incluye anfotericina B, itraconazol, voriconazol y posaconazol, ya
sea en combinacion o en monoterapia. El grupo de azol de antimicéticos medicamentos
como itraconazol, fluconazol se habian utilizado con éxito utilizado en el tratamiento de
la basidiobolomicosis sistémica, se sugiere que la terapia con yoduro de potasio es una
manera eficaz de erradicar esta infeccidn en paises de bajos recursos y se ha descrito un
efecto sinérgico del uso de yoduro de potasio en combinacion con los azoles como el
itraconazol y ketoconazol (Shaikh et al., 2016). La posibilidad de erradicar la infeccidon
usando solo terapia antifungica sin reseccion quirdrgica sigue siendo tedrica ya que no
ha habido muchas oportunidades para seguir este método de tratamiento(Vikram et al.,
2012). La cirugia sola tiene un papel limitado ya que existe el riesgo de recurrencia; por

lo tanto, debe usarse junto con la terapia antifungica(Sherchan & Zahra, 2022) .
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Figura 1. tumoracion de 15x15cm en region maxilar derecha bien definida, de superficie

lisa, adherida a planos profundos, no dolorosa

Figura 2. Aumento del volumen del cuello en regidn anterolateral derecha desde su base
hasta region dorsal que compromete tejido celular subcutdneo y musculo, de superficie

lisa, dura, indolora con eritema
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Figura 3. TAC cervical se evidencia lesion lateral derecha e izquierda de contornos
irregulares, sin alteracion de la columna aérea, sin calcificaciones ni afectacion de la

columna vertebral

CONCLUSIONES

la basidiobolomicosis es una enfermedad poco frecuente en nuestro medio,

potencialmente curable, pero a menudo se diagndstica erréneamente, por lo que es de

importancia conocer su presentacion clinica para el tratamiento oportuno y asi evitar el

uso de estudios e intervenciones quirdrgicas innecesarias.
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