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RESUMO

Introdugdo: A zigomicose nasofacial é uma infec¢do fungica rara do tecido
subcutaneo que afeta os tecidos moles da face e os seios paranasais em dareas
tropicais e subtropicais. Relato: O caso apresentado é de uma paciente do sexo
feminino, 19 anos, residente no Nordeste do Brasil, com resposta plena ao
tratamento clinico com monoterapia com Itraconazol. Discussdo: O caso destaca
uma apresentacdo atipica de zigomicose nasofacial, uma doenga rara e pouco
mencionada na literatura, mais comum em homens com ocupagdes agricolas.
Apesar da cultura negativa, o diagndstico foi confirmado por achados clinicos
e histopatoldgicos, além de uma resposta rapida ao Itraconazol. Conclusdes: o
diagnodstico precoce de zigomicose nasofacial em paciente imunocompetente
pode evitar deformidades faciais permanentes e outras sequelas.
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ABSTRACT

Introduction: Nasofacial zygomycosis is a rare fungal infection of the subcutaneous
tissue that affects the soft facial tissue and paranasal sinuses in tropical and
subtropical areas. Case Report: The presented case is of a patient who is a 19 years
old female in the Northeast of Brazil with full response to the clinical treatment
with monotherapy with Itraconazole. Discussion: The case highlights an atypical
presentation of nasofacial zygomycosis, a rare and scarcely documented disease,
more commonly found in men with agricultural occupations. Despite a negative
culture, the diagnosis was confirmed through clinical and histopathological
findings, along with a rapid response to Itraconazole. Conclusions: Early diagnosis
of nasofacial zygomycosis in an immunocompetent patient can avoid permanent
facial deformities and other sequelae.
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Zigomicose nasofacial em paciente imunocompetente

INTRODUGCAO

A zigomicose nasofacial € uma infec¢do fungica subcutanea
crénica que ocorre por inalagdo ou implantagdo traumatica
de esporos fungicos de Conidiobolus coronatus, um saproéfita
do solo, na mucosa nasal.! O fungo invade os tecidos moles
faciais e os seios paranasais, podendo se estender até a orbita
e outras estruturas faciais.?

O primeiro caso da doenga em humanos foi relatado
em 1965 por Bras et al., em Grande Caim3, nas Antilhas.?
Ocorre mais comumente em individuos imunocompetentes
em regides de climas tropicais e subtropicais. No Brasil, a
doenga ainda é pouco mencionada, com casos reportados
principalmente nas regides Norte e Nordeste.?

A doenga acomete principalmente o nariz, seios paranasais,
ldbio superior, regido frontal e bochecha, ocorrendo
deformidade facial.® Apresenta grande dificuldade diagndstica,
por ndo ser suspeitada em sua fase inicial.* O diagndstico é
sugerido por apresentacdo clinica com deformidade facial tipica
e confirmado por achados histopatoldgicos e cultura ou ensaios
de PCR e sequenciamento de DNA.> Diagndstico diferencial
deve ser feito com neoplasias, leishmaniose, rinosporidiose,
rinoescleroma, tuberculose e outras doencgas granulomatosas.®
E apresentado um caso de zigomicose nasofacial em uma
paciente imunocompetente no Nordeste do Brasil, com achados
clinico patoldgicos tipicos e evolugdo favoravel ao tratamento
clinico com monoterapia. O estudo foi aprovado pelo Comité
de Etica e Pesquisa (CEP) com o CAEE n. 72677823.9.0000.5040
e esta vinculado ao Hospital Geral de Fortaleza (HGF).

RELATO DE CASO

Paciente do sexo feminino, de 19 anos, estudante, natural
e procedente de Quixada (CE), procurou atendimento médico
referindo quadro de obstrugdo nasal bilateral, pior em narina
direita, hd aproximadamente um ano, com piora progressiva,
associada arinorreia hialina e abaulamento nasal. Referia que,
ha aproximadamente 6 meses da consulta, apresentou piora
importante do abaulamento nasal, evoluindo com dor facial e
episodios de epistaxe de pequena monta autolimitados.

Durante investigacdo em outros servigos, foram realizados
dois exames de nasofibroscopia: o primeiro apresentou
como laudo uma lesdo violdcea em cabega de concha inferior
a direita. O segundo exame, realizado nove meses apds o
primeiro, evidenciou uma tumoracao na parede lateral direita
em terco anterior. A hipdtese diagndstica do examinador
foi de osteossarcoma. Paciente referiu diversos cursos de
corticoterapia oral e antibacterianos, apresentando leve
melhora da sintomatologia durante uso das medicagGes.

Paciente deu entrada no Hospital Geral de Fortaleza
com facies cushingoide, hirsutismo e abaulamento nasal
significativo (Figura 1). A tomografia dos seios paranasais
apresentou como laudo: lesdo hipoatenuante com
impregnacdo do meio de contraste de limites imprecisos e
dificil mensuragdo na asa do nariz a direita (Figura 2).
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Com base na apresentacdo clinica tipica de zigomicose
nasofacial, foi optado por iniciar Itraconazol 400mg ao dia e
paciente foi submetida a bidpsia incisional em centro cirdrgico no
nosso servico, cujo histopatoldgico foi de proliferacdo de tecido
fibroso e infiltrado inflamatdrio linfomononuclear com células
gigantes multinucleadas agrupadas. Apds impregnacdo pela prata
(coloragdo de Grocott) demonstraram-se raras hifas fungicas
largas. Ndo houve crescimento de parasitos na cultura para fungos.

Apds o resultado do histopatoldogico compativel com
zigomicose nasofacial, foi optado pela manutengdo de
Itraconazol 400mg ao dia. Paciente evoluiu satisfatoriamente
com o uso da medicagdo, apresentando regressdo
importante da deformidade facial com poucos dias do inicio
do tratamento, além da regressdo das alteragdes faciais
compativeis com Cushing exégeno (Figura 3).

Ap0ds oito meses de tratamento, foi optado pela suspensdo
da medicagdo, entretanto paciente evoluiu com discreta
dor e hiperemia em dorso nasal e retornou a utilizagdo do
Itraconazol por conta prépria, que manteve por cerca de um
ano, apresentando melhora dos sintomas na consulta de
retorno ambulatorial (Figura 4). Apds essa consulta, paciente
apresentou perda de seguimento ambulatorial.

Figura 1. Alteragdes faciais da paciente, mostrando deformidade
em regido nasal.

Figura 2. Tomografia computadorizada de seios da face em corte axial.
Lesdo hipoatenuante de limites imprecisos na asa do nariz a direita.
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Figura 3. Aspecto histopatoldgico de tecido obtido por bidpsia incisional. (A) Extensa fibrose e poucos
granulomas HE, 100x; (B) Células gigantes em um granuloma HE, 400x; (C) Hifas largas PAS, 1000x; (D)
Segmento de hifa larga em coloragdo Grocott, 1000x.

Figura 4. Resultados apds inicio do tratamento. (A) 50 dias apds
o inicio do tratamento, apresentando regressdo importante da
deformidade facial. (B) Um ano apds o inicio do tratamento,
apresentando manutengdo da regressdo das alteragGes faciais.
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DISCUSSAO

Aszigomicoses sdoinfeccOes causadas pelos fungos da classe
Zygomycetes e compreendem duas entidades clinicas distintas:
a Mucormicose (ordem Mucorales) e a Entomophthoromicose
(ordem Entomophthorales).b A mucormicose é uma infeccdo
de evolugdo fulminante em pacientes imunocomprometidos,
cominvasdo de nervos e vasos, enquanto a entomoftoromicose
acomete geralmente individuos imunocompetentes, sem a
ocorréncia de angioinvas3o.®

Estudos recentes sobre a filogenética molecular dos fungos
revelaram que Zygomicota é um filo polifilético e desde o
inicio dos anos 2000 varias mudangas taxonémicas tém sido
propostas. Dentre as propostas destaca-se a eliminagao do filo
Zygomicota e a elevagdo de Mucorales e Entomophtorales a
nivel de subfilos.®

A entomoftoromicose apresenta-se em duas formas
clinicamente distintas: a zigomicose subcutanea causada pelo
Basidiobolus ranarum e a zigomicose nasofacial, causada
pelo Conidiobolus coronatus.” A primeira é encontrada mais
em criangas menores de 15 anos, com predilecdo pelo sexo
masculino, e apresenta-se como nodulagdes subcutaneas
indolores, localizadas geralmente nas regiGes dos ombros,
quadris ou coxas.’

J4 a forma nasofacial inicia-se com processo inflamatério
granulomatoso na mucosa nasal, produzindo sintomas
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como obstrucdo nasal, epistaxe e dor local, evoluindo em
meses para deformidade facial.* E frequente a associacdo
com sinusite bacteriana.* A infec¢do por conidiobolus em
hospedeiros imunocomprometidos pode levar a uma infecgdo
profundamente invasiva e atipica.?

O diagndstico da zigomicose nasofacial é feito
principalmente através de bidpsia e cultura dos tecidos.’
Histologicamente, encontra-se uma reag¢do inflamatdria
granulomatosa crénica composta por linfécitos, eosinéfilos,
histidcitos e células gigantes multinucleadas.’ A porg¢do central
é composta por poucas hifas largas e septadas cercadas por
um material eosinofilico amorfo, denominado fendmeno de
Splendore-Hoeppli.°

O agente raramente é isolado em cultura, que é feito em
meio de Sabouraud.*® Novas ferramentas moleculares, como
a amplificagdo por PCR do DNA flngico, estdo disponiveis
para a identificagdo de zigomicetos em cultura e em tecidos.*
Essas técnicas podem ser mais rdpidas e confidveis do que
a identificagdo micolégica padrdo, entretanto ainda é
necessaria uma melhor padronizagdo para o uso clinico.

O tratamento é empirico, com relatos na literatura de
regressdo do quadro clinico com o uso de iodeto de potassio,
cetoconazol, itraconazol, fluconazol e anfotericina-B.!*
As respostas as terapias empregadas ainda sdo
decepcionantemente variaveis. Ndo ha, ainda nos dias atuais,

REFERENCIAS

1. Bhalla S, Srivastava VK, Gupta RK. Rhinofacial entomophthoramy-
cosis: A rare fungal infection in an adolescent boy. Indian J Pathol
Microbiol. 2015 Jul-Sep;58(3):402-3.

2. Bras G, Gordon CC, Emmons CW, Prendegast KM, Sugar M. A case
of phycomycosis observed in Jamaica; infection with entomophtho-
ra coronata. Am J Trop Med Hyg. 1965;14:141-5.

3. Ramesh A, Deka RC, Vijayaraghavan M, Ray R, Kabra SK, Rakesh K,
Manoj K. Entomophthoromycosis of the nose and paranasal sinus.
Indian J Pediatr. 2000;67(4):307-10.

4. Tadano T, Paim NP, Hueb M, Fontes CJ. Entomoftoromicose (zi-
gomicose) causada por Conidiobolus coronatus em Mato Grosso
(Brasil): relato de caso. Rev Soc Bras Med Trop. 2005;38(2):188—
90.

5. Thakar A, Baruah P, Kumar S, Sharma MC. Rhinophycomycosis. J
Laryngol Otol. 2001;115(6):493-6.

6. Kwon-Chung KJ. Taxonomy of fungi causing mucormycosis and
entomophthoramycosis (zygomycosis) and nomenclature of the
disease: molecular mycologic perspectives. Clin Infect Dis. 2012;54
Suppl 1(Suppl 1):58-S15.

Como citar:

critérios de controle de cura bioldgica para essa micose.!
Cirurgia de reconstrucdo facial pode ser necessaria em alguns
casos, visto que a fibrose e as alteracdes estéticas podem
persistir mesmo apos a erradicagdo do fungo.'!

O caso relatado apresenta epidemiologia atipica, visto
gue a doenga é mais comum em homens com ocupagdes
agricolas. Segundo a literatura, a doenca geralmente
comega na concha inferior e o sintoma mais comum é a
obstrugdo nasal,’> o que corrobora com o nosso relato de
caso, visto que a primeira alteragdo detectada em exames foi
a visualizacdo de uma lesdo violdcea em cabeca de concha
inferior e o primeiro sintoma referido foi a obstrugao nasal.
Apesar da cultura ter sido negativa, os achados clinicos e
histopatoldgicos, além da resposta rdpida ao Itraconazol,
foram determinantes para o diagndstico de zigomicose
nasofacial no caso em questdo. Nao foram necessarias
abordagens cirurgicas ao caso.

A zigomicose nasofacial é uma doenga pouco citada
nos livros textos tradicionais médicos e é uma doenga
considerada rara no Brasil e no mundo, com poucos casos
relatados na literatura.? Um indice de suspeigdo clinica alto
é, portanto, necessario para diagnosticar um caso da doenga
na pratica clinica.® Visto que o diagndstico precoce pode
evitar deformidades faciais permanentes e outras sequelas,
é de extrema importdncia o conhecimento da afec¢do por
otorrinolaringologistas e cirurgides de cabega e pescogo.

7. Chandler FW, Watts JC. Fungal diseases. In: Damjanov |, Linder J,
editors. Anderson’s Pathology. 10th ed. St. Louis: Mosby; 1996.

8. Sherchan R, Zahra F. Entomophthoromycosis. [Updated 2024 Jan
29]. In: StatPearls [Internet]. Treasure Island (FL): StatPearls Publish-
ing; 2024 Jan-. https://www.ncbi.nIm.nih.gov/books/NBK570629/

9. Leopairut J, Larbcharoensub N, Cheewaruangroj W, Sungkan-
uparph S, Sathapatayavongs B. Rhinofacial entomophthoramycosis;
a case series and review of the literature. Southeast Asian J Trop
Med Public Health. 2010;41(4):928-35.

10. Dannaoui E. Molecular tools for identification of Zygomycetes
and the diagnosis of zygomycosis. Clin Microbiol Infect. 2009;15
Suppl 5:66-70.

11. Moraes MA, Almeida MM, Veiga RC, Silveira FT. Zigomicose naso-
facial: relato de um caso do estado do Par3, Brasil. Rev Inst Med Trop
Sao Paulo. 1994;36(2):171-4.

12. Thomas MM, Bai SM, Jayaprakash C, Jose P, Ebenezer R. Rh-
inoentomophthoromycosis. Indian J Dermatol Venereol Leprol.
2006;72(4):296-9.

Rocha FO, Cavalcante DI, Nogueira TN, Gomes EF. Zigomicose nasofacial em paciente imunocompetente no Nordeste do Brasil: achados clinico-
patoldgicos tipicos e evolugdo favoravel com monoterapia. Rev Med UFC. 2025;65:93326.

Rev Med UFC. 2025;65:€93326.



