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ABSTRACT

Bone lesions due to bacillary angiomatosis. case report
and literature review

Bacillary angiomatosis is an infectious disease charac-
terized by proliferation of small blood vessels in the skin
and visceral organs of immunodeficient patients, mainly
those infected with the human immunodeficiency virus. In
thisreport, a 41-year-old man with seropositivity for HIv-1
presented with a five-months history of pain, edema, and
movement restriction of hisleft wrist, e bow, knee, and an-
kle. In addition, he had nodular and ulcerated bleeding
lesionsin hisright arm and leg, and a granulomatous na-
sal lesion. He had lost 8 kg in this five months period. He
had sought an orthopedic medical center where long bone
roentgenograms revealed diffuse Iytic lesions, and bone
scan showed uptake in left wrist, knee, and ankle. These
findings were consistent with either neoplasm or osteomy-
elitis. During investigation, seropositivity for Hiv-1 was
detected. The patient was then referred to the Emilio Ribas
Infectious Diseases Institute [Instituto de Infectologia
Emilio Ribas]. Histologic examination of bone and skin
biopsy showed changes which are typical in bacillary an-
giomatosis cases. Electron microscopy findings were com-
patible with Bartonella species. |mmunohistochemistry
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identified the bacteria as Bartonella quintana. Therapy with
2 g erythromycin per day was initiated. Cutaneous and
osseous lesions were gradually resolved over the two en-
suing months.

Unitermos — Angimatose bacilar; Bartonella quintana; ostedlise;
manifestagdes cutaneas; osteomielite
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INTRODUCAO

A angiomatose bacilar (AB) é doenca infecciosa carac-
terizada por reacdo proliferativa de pequenos vasos san-
guineos da pele e visceras, afetando freqlientemente indi-
viduos imunodeprimidos, notadamente os infectados pelo
virus da imunodeficiéncia humana (HIv)®3,

Os agentes etiol dgicos envolvidos, Bartonella henselae
e Bartonella quintana, pertencem ao género Bartonella e
aordem Rickettsiales. S0 bacilos gram-negativos, encur-
vados e dotados de motilidade®4. Outras infeccdes causa-
das por esses agentes s80 a doenca da arranhadura do gato
eapeliosebacilar. A Bartonella quintana é também o agen-
te etiol6gico da febre das trincheiras. Alguns autores acre-
ditam gue a angiomatose bacilar seja uma manifestacéo da
doenca da arranhadura do gato no individuo imunodepri-
mido®9).

As lesBes cutaneas caracterizam-se pela presenca de pa-
pulas ou nddulos, as vezes violaceos, com ou sem secre-
¢a0 serossanguinolenta, macroscopicamente semelhantes
ao sarcoma de Kaposi e histologicamente ao hemangioma
epitelidide®.

Aslesbes Gsseas sdo dolorosas, envolvendo maisfreqlen-
temente 0s 0ss0s |ongos, especialmente atibia, afibulaeo
rédio, levando-os a ostedlise progressiva®.
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Fig. 1 - Lesédo
nasal antes
(acima) e ap6s o
tratamento
(embaixo)

Fig. 1 — Nasal
lesion before
(above) and
after treatment |
(below)

Febre, perda de peso, mal-estar, comprometimento he-
patico e esplénico, encefalite, pneumonia e nédulos pul-
monares podem estar presentes na forma disseminada da
doenca“®,

HISTORICO

Stoler et al” reportaram a angiomatose bacilar pela pri-
meiravez em 1983, num paciente com AIDS e nddul os sub-
cutaneos, que desapareceram completamente apos trata-
mento com eritromicina. Notaram, subsequientemente que
a aparéncia das lesfes cutaneas de outros trés pacientes
era semelhante a do sarcoma de Kaposi, porém, ao exame
histoldgico e a microscopia eletrénica, revelava-se a pre-
senca de peguenos organismos gram-negativos, intercala-
dos entre células endoteliais.

Entre 1987 e 1988, foram descritos vérios casos de pa-
cientes HIV positivos que apresentavam lesBes cutaness,
vasculares, papulares, nodulares e polipdides, porém com
achados histol 6gicos semel hantes®©.

A Bartonella quintana, previamente conhecida como
Rickettsia quintana, foi identificadaem 1990 como um dos
agentes etiol6gicos da AB, com base na seqiiéncia parcial
do gene 16S do RNA ribossomal extraido de tecido infecta-
do®.

Subsequientemente, pelaculturado organismo provenien-
te de lesbes cuténeas, Koehler et al® demonstraram que
tanto a Bartonella henselae como a Bartonella quintana
s80 agentes etiol 6gicos da angiomatose bacilar.
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Fig. 2 — LesOes Osseas liticas antes e apds o tratamento

Fig. 2 — Lytic bone lesions before and after treatment

RELATO DO CASO

E.V.O., masculino, 41 anos de idade, pardo, solteiro,
analista de crédito, natural de Sao Paulo-SP e procedente
de Diadema-SP. H& cinco meses iniciaram-se manifesta-
¢oes progressivas de dor, edema e limitagdo dos movimen-
tos em punho, cotovelo, joelho e tornozelo esquerdos.

Concomitantemente, surgiram lesdes ulceradas e san-
grantes em antebrago e joelho direitos, além de umalesdo
nodular nasal (figura 1). Negou qualquer antecedente de
trauma ou febre. Houve perda ponderal de oito quilos nes-
se periodo.

Procurou atendimento ortopédico, sendo realizadas ra-
diografias simples de ossos longos, que evidenciaram ima-
gens osteoliticas difusas (figura 2). Foi submetido a cinti-
lografia 6ssea, que revelou hiperconcentracdo de tecnécio-
99m em terco distal do rédio esquerdo, articulacfes inter-
falangianas do polegar direito, terco distal do fémur es-
guerdo e terco distal da tibia esquerda (figura 3). Foram
aventadas as hipoteses diagndésticas de neoplasia e/ou 0s-
teomielite.

Durante a investigac&o, foi realizada sorologia para o
HIV, que se mostrou reagente. Foi encaminhado parainves-
tigacdo diagndstica no Instituto de Infectologia Emilio Ri-
bas.

Naadmissdo hospitalar encontrava-se em regular estado
geral, consciente, orientado, emagrecido, discretamente
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Fig. 3
Cintilografia
6ssea — captagéo
de contraste em
pé, joelhos e
maos.

Fig. 3 - Bone
scintigraphy - D : E
contrast capture
on the foot, knee,
and hands

descorado, desidratado, anictérico, aciandtico, afebril, eup-
néico e hemodinamicamente estavel.

O nariz encontrava-se edemaciado, evidenciando leséo
granulomatosa em fossa nasal esquerda, acometendo sep-
to e parede lateral.

Apresentava Ul cera sangrante em antebrago direito, com
bordas sobrelevadas e fundo sujo, contendo secrecéo sero-
sa e fétida, medindo aproximadamente 3 x 4cm de diéme-
tro. Tinhalesdo de aspecto nodular em joelho direito, com
2 x 2cm de diametro. Antebraco, cotovelo, joelho e torno-
zelo esquerdos edemaciados e com dor a mobilizagao.
Auséncia de cianose, pulsos periféricos presentes e nor-
mais.

Exames realizados durante ainternagdo: o hemogramae
abioquimicaséricade admissdo revelaram-se normais; VHS:
64mm e al-glicoproteina acida: 101mg/dl; anti-Hiv (Elisa
e Western Blot): reagente; hemoculturas para bactérias e
fungos: negativas.

As radiografias simples de antebraco, fémur, tibia e fi-
bula, bilateralmente, mostraram lesdes osteol iticas em saca-
bocado, de até 2cm de didmetro, algumas arredondadas,
outras ovaladas.
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Fig. 4 — Eletromicrografia evidenciando estruturas de Bartonella
quintana

Fig. 4— Electromyography showing Bartonella quintana structures

A bidpsia de tecido 6sseo e partes moles resultou em
processo inflamatério constituido por linfécitos, plasmo-
citos, neutréfilos e macréfagos, com citoplasma amplo e,
por vezes, vacuolizado. Presenca de vasos sanguineos pro-
liferados de tamanhos variados, revestidos por células en-
doteliais tumefeitas. Pesguisa de fungos e BAAR, negati-
vas. Quadro histolégico compativel com angiomatose ba-
cilar.

A microscopiaeletrénicaconcluiu pelapresencade Bar-
tonela (figura 4). Na imuno-histoquimica, a pesquisa de
antigenos de Bartonella quintana resultou positiva. A pes-
guisa de antigenos de Bartonella henselae resultou negati-
va.

Foi iniciado tratamento com estolato de eritromicina
500mg via oral de seis em seis horas.
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Paciente evoluiu afebril, com melhora clinica progressi-
va, obtendo ganho ponderal, desaparecimento do edema e
das artralgias e regeneracéo das lesbes Osseas e cutaneas
apos dois meses de tratamento (figura 2). Segue até o0 mo-
mento em acompanhamento ambulatorial sem recidivas.

DISCUSSAO

A angiomatose bacilar pode manifestar-se sob vérias
formas, envolvendo tecido celular cuténeo e subcutaneo,
o0ssos, figado, baco, sistema nervoso central, musculos,
nodulos linféticos, medula 6ssea, tratos respiratorio e gas-
trintestinal (26810,

A doenca predomina em estados de imunossupresséo,
como transplantados, portadores de neoplasias e doengas
renais cronicas, uso de drogas imunossupressoras, mas,
particularmente, nos individuos com a sindrome da imu-
nodeficiéncia adquirida®379),

O principal mecanismo de transmissao € o contato com
animais, principalmente o gato. A presenca de vetores,
como pulgas e carrapatos, poderia auxiliar na transmissao
inter e intra-espécies*>1),

Maés condicdes sanitérias e higiene pessoal precéria sdo
consideradas como co-fatores na instalagdo da doenca®®.
Na anamnese 0 paciente confirmou ter tido contato direto
recente com gatos e, possivelmente, com artrépodes, fato
gue ressalta a importancia da investigacéo epidemiol 6gi-
ca

Como diagnosticos diferenciais da AB, destacam-se as
neoplasias, as infecgdes Gsseas bacterianas, o sarcoma de
Kaposi, o granuloma piogénico, a histoplasmose e averru-
ga peruana?.

Embora lesdes osteoliticas no paciente HIV positivo se-
jam primariamente atribuidas ao sarcoma de Kaposi, deve-
se salientar que nesse tipo de doente poucas doengas cur-
sam com ostedlise. Dessaforma, aangiomatose bacilar deve
ser obrigatoriamenteincluidano diagnéstico diferencial de
gualquer lesdo osteolitica. Os exames radiol 6gicos geral-
mente cursam com lise de tecido 0sseo em éareas bem cir-
cunscritas, algumas com periostite.

As lesBes Gsseas ocorrem em sitios tnicos ou multiplos,
podendo preceder o desenvolvimento de doencacutanea®9),
e apresentam consideravel melhora clinica e radiol6gica
com o tratamento conservador.

O estudo radiol dgico do paciente revel ou perda substan-
cial detecido 6sseo em areas difusas dos 0ssos |ongos, mas,
principalmente, em suas extremidades.
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A bidpsia, o estudo histopatol égico e a el etromicrogra-
fia foram primordiais na elucidacéo do agente etioldgico,
a bactéria Bartonella quintana.

As caracteristicas histolégicas descritas, com destaque
para proliferagdo vascular contendo células endotéliais tu-
mefeitas e infiltrado inflamatério constituido por linféci-
tos, neutrdfilos, plasmaécitos e macréfagos com citoplasma
amplo, condizem com a descricéo literdria da AB149),

CONCLUSAO

A angiomatose bacilar pode mimetizar outras infecgdes
préprias do paciente com AIDS a0 apresentar-se clinicamen-
te de formainespecifica. Pacientesimunossuprimidos com
sindrome febril consumptiva suscitam multiplos diagnos-
ticos diferenciais com as micobacterioses, as micoses e as
neoplasias, muitas vezes clinica e radiologicamente indis-
tinguiveis.

No caso descrito, aevolucéo consumptivainsidiosa(cin-
€O meses), 0 comprometimento 6sseo e o desconhecimen-
to da soropositividade para o HIv, levaram a dificuldades
para a conclusdo diagnostica, que sO foi alcancada apds
estudo histopatol6gico e imuno-histoquimico.

De forma a prevenir graves sequelas decorrentes da in-
feccdo por Bartonella, mas ab mesmo tempo ndo privar
pacientes dos beneficios psicol gicos decorrentes da pre-
senca do animal doméstico, sugere-se que pacientes Hiv-
positivos devam evitar contato com gatos que resultem em
arranhaduras, bem como a manipulagdo de seus dejetos.

A terapéutica de escolha da AB € a eritromicina na dose
de 500mg a cada seis horas, totalizando 2g por dia. Se bem
tolerada, demonstra bons resultados, sendo adoxiciclinao
tratamento alternativo.

Como diagnastico tardio esta associado a pior evolucéo,
e na auséncia de tratamento a doenca é fatal, clinicos e
cirurgides devem, além de valorizar a epidemiologia, estar
atentos para a necessidade de propedéuticainvasiva e pre-
coce. Facilita-se, assim, o desfecho diagnostico, nessa si-
tuacdo compativel com doenca oportunistica grave asso-
ciadaainfeccdo pelo Hiv.
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