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RESUMO

A hidatidose policistica por Equinococcus vogeli (E. vogeli) € uma parasitose
tropical pouco conhecida e restrita ao continente americano. O homem pode se
infectar apos ingestdo de ovos embrionados, eliminados nas fezes de céaes
domésticos. Este trabalho relata seis casos em humanos da Equinococose
policistica. Os pacientes apresentaram idade média de 38 anos (26-76 anos),
todos eram procedentes do estado de Rondénia-Brasil, e o0s principais
sintomas encontrados foram dor e massas palpaveis no abdome. Quatro casos
tiveram como diagnostico inicial neoplasia intra-abdominal. A tomografia
computadorizada (TC) de abdome foi o principal exame de imagem utilizado
para o diagnostico, porém nao identificou cistos menores que 1,0 cm. Todos os
pacientes utilizaram albendazol na dose de 10 mg/kg/dia em média por 9
semanas antes e 5,4 semanas apo0s serem operados. Os procedimentos
cirdrgicos realizados foram pericistectomia, enterectomia, resseccado de cistos
peritoneais, marsupializacdo de cistos viscerais, colecistectomia e
hepatectomia. O tempo médio cirargico foi 206,7 min (160-270 min) e
receberam alta 6 dias apos a cirurgia. Os pacientes tratados com albendazol e
cirurgia ndo apresentaram complicagcbes graves. Os pacientes permaneceram
sem recorréncias dos cistos por periodo médio de 16,4 meses, evidenciada
através de avaliacdo clinica e de imagem (Tomografia computadorizada de

abdome).

Palavras-chave: hidatidose policistica, Echinococcus vogeli, cistos hepaticos,

cistos peritoneais, albendazol, cirurgia.
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ABSTRACT

Polycystic hydatidosis from Echinococcus vogeli (E. vogeli) is a little known
tropical parasitic disease that occurs only on the American continent. Humans
become infected by ingesting embryonated eggs eliminated in the feces of
domestic dogs. This study reports six cases of human Neotropical
Echinococcosis. The average age of the patients was 38 years (26-76 years),
all were from the state of Rondonia, Brazil, and the main symptoms found were
pain and palpable abdominal masses compatible with neoplasia. Computed
tomography (CT) of the abdomen was the main imaging technique used for
diagnosis, but it did not identify cysts smaller than 1.0 cm. All the patients took
albendazole 10 mg/kg/day for an average of nine weeks prior to and 5.4 weeks
following surgery. The surgical procedures performed were pericystectomy,
enterectomy, resection of peritoneal cysts, marsupialization of visceral cysts,
cholecystectomy, and hepatectomy. The average surgery time was 206.7 min
(160-270 min) and the patients were discharged, on average, six days after
surgery. Treatment with chemotherapy and surgery did not show any major
complications, and was able to keep patients without the recurrence of cysts for
an average period of 16.4 months, based on clinical and tomographical

evaluations carried out after the operations.

Keywords: Polycystic hydatidosis. Echinococcus vogeli. Liver cysts. Peritoneal

cysts. Albendazole. Surgery.
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INTRODUCAO

A hidatidose policistica neotropical ou equinococose policistica € uma
parasitose tropical descrita por Rausch & Bernstein em 1972'. O parasita é um
helminto e foi chamado pelos autores de Echinococcus vogeli, em homenagem a
Hans Vogel (1900-1980) pesquisador do “Bern-Hard-Nocht-Institute” em Hamburg
que descreveu o ciclo do Echinococcus Multilocularis 2.

A Hidatidose neotropical ocorre na América do sul e central. Seus
hospedeiros (intermediario e final) sdo animais silvestres presentes principalmente
na regido de floresta tropical do continente americano, sédo eles: Cuniculus paca

(paca) e o Spheotus venaticus conhecido como cachorro do mato (figura 1).

Figura 1: Ciclo silvestre do Echinococcus vogeli: hospedeiro definitivo -
Spheotus venaticus (A). Hospedeiro intermediario, Cuniculus paca (B)
Fonte: https://es.wikipedia.org/wiki/Speothos_venaticus




Os equinococos pertencem a classe Cestoda e a familia Taenidae. O seu
estagio de reproducdo assexuada ocorre no figado e é chamada de metacestoda®.
Véarias espécies de equinococos foram identificadas e as principais sao:
Echinococcus granulosus, Echinococcus multilocularis (alveolar), Echinococcus
Vogeli e Echinococcus Oligharthrus®. O E. granulosus e o E. multilocularis
apresentam casos em Varias partes do mundo (cosmopolita), porém o E. vogeli e o
E. Oligharthrus sdo encontrados na América do Sul e Central, principalmente nos
paises situados geograficamente na regido amazoénica. A Hidatidose causada pelo
E. vogeli e E. Oligharthrus também sdo chamadas de Equinococose neotropical

policistica e unicistica, respectivamente®.

1.1) Caracteristicas morfolégicas do E. vogeli:

No seu estagio estrobilar, o Echinococcus vogeli apresenta tamanho médio

de 12 mm e é o maior verme adulto dentre todas as espécies conhecidas de

equinococos”’ (figura 2).

\

Figura 2: Verme forma estrobilar com 6 proglotes (A). Ventosas e rosteolos (B). Corte
transversal dos proglotes (C). Fonte: D’Alessandro & Raush, New aspects of neotropical

polycystic. Clin Microbiol Rev 2008; 21, p. 382. Reproducdo autorizada pela revista
Clinical Microbiology reviews.




Este parasita na fase estrobilar apresenta todas as caracteristicas comuns
aos Cestodas: ventosas, rosteolos (aculeos), 6rgaos genitais masculinos e femininos
no mesmo verme e reproducao do tipo assexuada (figura 3). Os proglotes sdo em
namero de 6, sendo o Ultimo, o mais longo e de maior didmetro. Neste proglote
ocorrera o desenvolvimento dos ovos e a sua eliminacao, 90 dias apoés a infec¢cao no

hospedeiro definitivo (cachorro do mato).

A Bactlex 1 Foseclo 1. Toaticalos
B. Fosiclo | Mostrando o ganchos rosiekr ) 2. Wicalome 10 Wigginem
. Cancho 3. PEScOGD 12. Recepuiculo seminal
1. Frogiotide mutors 4. Canal excretor ventral 15, Dnacto espermelion
E. Proglotide grévida 5. Canal eccretor dorsial 14, Glianduka viteldna
6. Poro peiilal 15, Ducto viteldnio
7. Cirre 16, Glindula da casca
B Wasn Gefurenas i, Trehro
%, Vaso clercmie 18, Utero

Figura 3: Caracteristicas anatdmicas da taenia (fase estrobilar). Detalhes dos proglotes
e escolex. Fonte: Araujo e Bossolan, Nogdes em taxonomia em zoologia. Rev. do Instit
de Fisica Universidade de Sdo Carlos, 2006, p. 47.




As hidatides correspondem a fase larval dos equinococos e as estruturas
cisticas que envolvem os protoescoleces dao origem aos futuros vermes adultos. Os
protoescoleces apresentam ganchos rostelares que sédo quitinosos e tem morfologia
diferenciada entre as espécies do género. Os ganchos rostelares (aculeos) do E.
vogeli apresentam tamanho entre 35 e 43 um no seu maior comprimento e tém a
lamina encurvada, mais longa do que o cabo (2/3 do total). Diferentemente, 0s
ganchos do E. oligarthrus apresentam comprimento entre 26 a 32 um e a lamina-

cabo tém comprimento muito semelhante® (figura 4).

Figura 4: Disposi¢do dos ganchos rostelares do protoescoleces do E. vogeli (A). Diametro médio dos menores
e maiores ganchos rostelares do E. vogeli, de 35 e 43 um (B).

1.2 - Epidemiologia

O homem assume a funcdo de hospedeiro intermediario acidental apés
ingerir alimentos contendo ovos embrionados presentes no solo. A patogénese
observada no homem é semelhante ao hospedeiro intermediario natural (C. paca)
com o desenvolvimento de metacestodas principalmente no figado®. A paca
desenvolve as metacestodas no figado e mesentério, porém ndo apresenta
alteracbes graves em seu organismo’. O homem e outros primatas (macacos)

qguando infectados, desenvolvem multiplos cistos no figado (metacestodas) com



possibilidade de disseminacdo para toda a cavidade peritoneal e outros 0rgaos,
podendo levar a morte®.

O cachorro do mato (Spheotus venaticus) é o hospedeiro final do E. vogeli,
sendo encontrado em uma extensa area que inclui Panama, Colémbia, Venezuela,
Guiana, Suriname, Brasil, Peru, Bolivia e o Paraguai®. O C. paca (hospedeiro
intermediario) tem distribuicdo que se estende desde o México até a Argentina,
passando pelo Equador, Bolivia, Brasil e Paraguai®. No ciclo natural, outros roedores
(género Proechimys) podem também exercer a funcéo de hospedeiro intermediario e
sdo encontrados desde a América Central até o Paraguai’®.

Os casos de hidatidose policistica em humanos ja foram registrados em 14
paises da América do Sul e Central, dentre estes Brasil, Chile, Costa Rica, Equador,
Guiana Francesa, Panam4a, Suriname, Venezuela, Uruguai, Argentina, Nicaragua,
Peru e Colombia®. No Brasil, os primeiros casos eram procedentes do estado do
Acre®. Os casos identificados posteriormente, também sdo da regido norte que

correspondem a Amazonia legal*®***°

(figura 5).

Figura 5: Distribuicdo dos casos de Echinococcus vogeli no Brasil, incluindo o estado de
Rondonia. Fonte: Rodrigues-Silva et al. Mem Inst Oswaldo Cruz, Rio de Janeiro, Vol. 97(1),
2002, p. 125. Reprodugdo autorizada pela Revista Mem Inst Oswaldo Cruz.




1.3- Ciclo biolégico do Echinococcus vogeli:

O ciclo natural ocorre quando a paca, roedor silvestre, ingere alimentos
contendo ovos embrionados. Estes ovos sédo eliminados nas fezes do cachorro do

mato e contaminam vegetais que servem de alimento para a paca (figura 6).

Figura 6: CICLO NATURAL DO E. VOGELI



No tubo digestivo do roedor, ocorre a eliminacdo da chamada oncosfera e os
embribes penetram na parede intestinal utilizando seus aculeos, sendo entéo
transportados pelo sistema porta até o figado. Neste 6rgdo, as metacestodas levam
a formacdo de poucos cistos hidaticos que também podem ocorrer no ligamento
hepatico e no mesentério, proximo ao ceco. Os cistos viscerais no hospedeiro ndo

causam a morte do animal® (figura 7).

Figura 7: Cistos de Echinococcus vogeli em
figado de roedor (Cuniculus paca) infectado
naturalmente. Fonte: D’Alessandro A e Raush
RL, Clin Microbiol Rev 2008; 21, 2008, p. 383.
Reprodugdao autorizada pela revista Clinical
Microbiology Reviews

O homem exerce o papel do hospedeiro intermediario (acidental) através da
contaminacdo do peridomicilio com ovos embrionados. Estes sdo expelidos pelo
cachorro doméstico portador de vermes adultos com proglotes gravidos (estagio
estrobilar)®.

Apos cacar a paca, o homem alimenta o cachorro doméstico com visceras do
roedor. No figado e mesentério destes animais estdo presentes as metacestodeas.
O cachorro doméstico come as visceras da paca e desenvolve os vermes adultos no

seu intestino e elimina, em suas fezes, ovos embrionados que contaminam o solo no



peridomicilio. Desta forma o cachorro doméstico age como hospedeiro definitivo do

ciclo acidental (figura 8).

Figura 8: CICLO BIOLOGICO ACIDENTAL

Em entrevista realizada durante inquérito sorolégico na cidade de Sena
Madureira no estado do Acre foi identificado cistos hialinos em outros animais
(porcos) criados em area urbana. Este animal pode estar exercendo papel de
hospedeiro intermediario, de forma a fornecer metacestodeas, para ocorréncia da

contaminac&o do homem no peridomicilio nesta localidade™.



Os ovos embrionados contaminam o0 solo e sao ingeridos através de
alimentos e agua contaminada. No intestino delgado do homem ocorre a liberacéo
da oncosfera do ovo e os parasitas sédo transportados até figado onde ha formacéo
dos cistos. Estes cistos hepaticos apresentam crescimento em tamanho e em
nimero e podem ultrapassar a capsula hepéatica com disseminacao intraperitoneal®.
Outra forma de apresentacéo clinica é a ocorréncia de cistos mesentéricos sem a
presenca de cistos no figado, mas esta € uma forma de apresentacdo atipica da

Hidatidose policistica™® (Figura 9).

Ingere os ovos

embrionados _
(alimentos

contaminados)

J

Figura 9: Mecanismo de desenvolvimento de cistos em humanos
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O crescimento exdégeno das vesiculas ndo € observado no hospedeiro
intermediario natural (C. paca), apenas o homem (hospedeiro acidental) apresenta
esta caracteristica de crescimento, o que pode levar a forma grave de apresentacao

desta parasitose® (Figura 10).

Exdgena

A -Echinococcus g’anUIOSUS B - Echinococcus Voge”

Figura 10: Caracteristicas de crescimento dos cistos hidaticos no figado: Echinococcus
Granulosus (A). Echinococcus vogeli (B). Fonte: Arquivo do autor

Dentre todas as espécies de equinococos, o E. vogeli é o que apresenta
maior agressividade ao homem, com formacdo de mdltiplas vesiculas em diversos
6rgéos”. Outros 6rgédos podem apresentar cistos de forma isolada ou associados aos
cistos hepaticos: al¢as intestinais, baco, mesentério, pleura e pulmao. Estes sao os

principais 6rgdos onde foram identificados cistos do E. vogeli ®** (figura 11).

B NF

Figura 11: Casos cirurgicos com cistos hidaticos intracavitarios: Em algas intestinais
de tamanhos variados - setas (A). Cistos disseminados em cavidade abdominal
simulando carcinomatose (B). Fonte: Arquivo do autor.
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1.4 - Apresentacao clinica

Os sintomas sao variados e dependem das caracteristicas dos cistos:
localizacdo, numero, tamanho, auséncia ou presenca de compressao de estruturas
adjacentes aos cistos, tais como, vasos sanguineos, canais biliares, mesentério,
alcas intestinais e visceras macicas'®. Um niimero expressivo de casos podem ser
assintomaticos e permanecerem por décadas®. Outros sintomas relatados sdo
desconforto abdominal, dor em peso no quadrante superior direito, hiporexia e
febre™®.

As manifestacfes sao principalmente associadas a localizagdo dos cistos. Os
cistos intra-abdominais (hepaticos e peritoneais) apresentam como sintomas
principais a dor abdominal em peso ou em célica de intensidade variavel, massas
palpaveis, emagrecimento, febre (infrequente), ictericia, nauseas e vomitos®°.

Em 2008, D’Alessandro & Rausch propuseram uma classificagdo para a
Hidatidose neotropical, baseada na observacdo de 78 casos da forma policistica (E.
vogeli) e 3 casos da doenca unicistica (E. Oligarthus), utilizando os parametros
clinicos, gravidade da doenca, complicacdes, tratamento realizado e mortalidade”.

Classificou-se a Hidatidose neotropical em cinco tipos:

Tipo I: Cistos no figado e cavidade abdominal. Forma mais comumente
encontrada. Massas palpaveis e endurecidas, dolorosa ou ndo a palpacéao,
dor abdominal espontanea, perda de peso e febre. Diagnostico diferencial
com neoplasias. S&o os casos onde a cirurgia apresenta maior beneficio.

Tipo II: Cistos no figado e cavidade abdominal associado a insuficiéncia

hepatica. As vesiculas sdo semelhantes ao tipo I, porém apresentam
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compressédo do sistema porta e biliar. Evolui com ictericia, hipertensao portal
e hepatoesplenomegalia. Este tipo apresenta maior indice de mortalidade
independente do tratamento estabelecido, clinico ou cirurgico.

Tipo lll: Cistos no figado, cavidade toracica ou pulmonar. Os pacientes
podem apresentar dor toracica ou epigastrica. Sintomatologia predominante
pulmonar, com sinais de infeccdo pneumoénica bacteriana, hemoptise, edema
agudo de pulmédo e outras complicacbes cardio-respiratorias. Laparotomia
e/ou toracotomia podem ser necessarias para ressec¢ao completa ou parcial
dos cistos.

Tipo IV: Cistos apenas no mesentério ou estdbmago. Sdo removidos
cirurgicamente e existem relatos de recorréncia apos resseccao.

Tipo V: Cistos calcificados no figado, pulmdo ou mesentério. Podem ser
sintomaticos ou assintomaticos (achados em exames de imagem). Casos
operados demonstram ganchos rostelares do E. vogeli, dentro dos cistos.
Este tipo corresponde a tentativa do organismo em combater a infeccdo. Os

cistos apresentam calcificagfes em suas paredes.
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1.5 - Diagnostico

O diagndstico é feito através dos achados clinicos nos casos sintomaticos e
achados aos exames de imagens (ultrassonografia e tomografia computadorizada
de abdome), principalmente em pacientes procedentes ou nascidos na regidao norte
do pais (Amazbnia Legal). Estes pacientes sdo erroneamente encaminhados aos
hospitais terciarios com suspeita diagnéstica inicial de neoplasia®®. Outros
diagnoésticos diferenciais sdo cistos hepéticos simples, cistos mesentéricos,
abscessos hepéatico e empiema de vesicula biliar®®.

Achados laboratoriais sé@o inespecificos, podendo acorrer alteracdes da
funcdo hepatica com elevacdo da fosfatase alcalina, Y-GT e bilirrubinas, além de
anemia e hipoalbuminemia’®. A eosinofilia esta presente em apenas 21% dos
casos”’.

A sorologia para Echinococcus nao é especifica, resultado falso positivo para
outras helmintiases pode ocorrer (ex. neurocisticercose)'®. Formas hepética tendem
a ter sorologia positiva com maior frequéncia, quando comparada as formas
pulmonares ou mesentéricas®!**!. Cistos calcificados ou senescentes tendem a ter
sorologia negativa®®. Os métodos mais utilizados s&o: elisa, hemglutinacéo indireta e
Imunoblot*?'***, Em geral, os testes soroldgicos para equinococos tendem a ter
especificidade baixa®®.

Exames de imagem sao de grande importancia devido a identificacdo da
topografia e o numero de cistos presentes. A radiografia de abdome pode visualizar
cistos calcificados (degenerados), porém nao visualiza os chamados cistos viaveis
que normalmente ndo apresentam depésito de célcio em sua superficie’®®3. A

ultrassonografia € um exame de triagem rapido e de facil realizacdo podendo
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visualizar os cistos presentes no figado (principal sitio), porém é limitado na
identificacdo das lesGes peritoneais, mesentéricas ou intestinais. A tomografia
computadorizada de abdome com contraste oral e venoso é 0 exame de imagem

com maior acuracia na identificacéo dos cistos'*** (figura 12).

Figura 12: Achados tomograficos de paciente com Echinococcus vogeli
com multiplos cistos hepéticos (circulos — A e B). Cistos disseminados em
toda a cavidade abdominal (circulo — C e D). Fonte: Arquivo do autor

Os cistos podem ter tamanhos variados de milimetros a Vvarios
centimetros'®*3. E importante o diagndstico diferencial com neoplasias sélidas e
cisticas que acometem a cavidade abdominal.

Os achados cirurgicos sédo importantes no diagnéstico desta parasitose, pois
confirmam a presenca de hidatidose e descarta a hip6tese diagnéstica inicial de

5,6,13

neoplasia Os cistos ressecados devem ser encaminhados a anatomia
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patolégica para andlise do material e identificacdo das caracteristicas da capsula

dos cistos e aculeos compativeis com E. vogeli *** (figura 13).

Figura 13: Ganchos rostelares
a microscopia com coloragdo
hematoxilina-eosina-HE.

As dimensbBes e formas dos aclleos presentes nos ganchos rostelares

definem a espécie do equinococos. As medidas utilizadas sdo os diametros dos

pequenos e grandes aculeos no exame a fresco do liquido cistico (gelatinoso) ou a

analise microscoépica da capsula pela coloracdo hematoxilina-eosina. Estes métodos

confirmam o diagndstico de Echinococcus vogeli ®*° (tabela 1).

Tabela 1 - Morfometria de grandes e pequenos aculeos de acordo com os critérios de Rausch (1978)

Grandes aculeos

Pequenos aculeos (um)

(um)
Tamanho  Amplitude Cabo/ Tamanho Amplitude Cabo/
Médio Lamina Médio Lamina
E. vogeli 42 38-46 35/65 33 30-37 41/59
E. oligarthus 32 29-38 30-37 26 23-30 43/57
E. granulosus 23 20-25 * 19 15-21 *

*Semelhante aos tamanhos do Echinococcus vogeli

Fonte: Pereira et al. Soc Bras Med Trop 2004; 3, supl. Il, p.76.
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1.6- Tratamento

O tratamento é dividido em clinico e cirdrgico. O primeiro consiste no uso de
guimioterapico, sendo que, o albendazol na dosagem de 10 mg/Kg/dia, dividida em
duas ou trés tomadas € a droga mais utilizada até o presente momento, porém ainda
nao ha consenso quanto ao periodo médio de tratamento, podendo ser administrado
por 3 meses ou mais, com intervalo de duas semanas entre cada ciclo da
medicacdo’’. Outros trabalhos utilizaram doses maiores em periodo de até 18
meses, porém nao ha padronizacdo do tempo minimo ou maximo de quimioterapia
na hidatidose policistica>°8. O uso do albendazol diminui o nimero e o tamanho
dos cistos por efeito parasitostatico levando a melhora da sintomatologia dos
pacientes, porém, sem o desaparecimento completo dos cistos'®**517 Apés o
tratamento com albendazol, os cistos localizados em figado apresentam
caracteristicas de cistos nao viaveis (degenerados) com deposicdo célcica em sua
capsula e o material no seu interior apresenta coloragcdo amarelada e consisténcia

pastosa (figura 14).

Figura 14: Cistos vidveis (infectantes) com cdpsula fina, tensos e contetdo hialino fluido ou

gelatinoso em seu interior (A). Cistos degenerados com depésito cdlcico, conteldo ndo tenso e
purulento em seu interior (B). Fonte: Arquivo do autor
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O tratamento cirargico € importante para todos o0s pacientes que Ssao
sintométicos e ndo apresentem contraindicacdo para o procedimento®. A cirurgia
deve ser associada ao uso do quimioterapico sempre, pois casos operados sem a
utilizacéo da medicacéo, apresentam maior chance de recidiva dos cistos 2.

Alguns cuidados transoperatorios devem ser seguidos: Evitar a abertura dos
cistos, pois podem causar disseminacdo peritoneal e utilizacdo de substancias

escolecidas intraperitoneal, como por exemplo, o cloreto de sédio a 10% (figura 15).

Figura 15: Procedimento cirdrgico em paciente com hidatidose por
Echinococcus vogeli. Fonte: Arquivo do autor

s

A mortalidade desta parasitose € maior na forma ictérica (tipo Il). Este
aumento ndo pode ser atribuido exclusivamente as complicacbes cirargicas, pois
nesta forma clinica os pacientes apresentam sinais de insuficiéncia hepatica grave
podendo levar a morte por faléncia hepéatica®>'%*>. Os que sobrevivem a esta forma

podem evoluir para hepatopatia cronica’®.
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Em sintese, a Hidatidose Policistica, cujo agente etioldégico é o Echinococcus
vogeli, deve sempre ser lembrada como possivel diagndstico nas areas endémicas
da doenca. A falta de conhecimento desta parasitose, por parte dos profissionais
meédicos, pode levar ao retardo do inicio da terapéutica medicamentosa e/ou

cirdrgica podendo causar consequéncias graves aos pacientes.
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OBJETIVOS

2.1 Objetivo geral
Descrever o0s dados clinico-epidemioldgicos, achados cirdrgicos e

procedimentos realizados nos pacientes com hidatidose policistica que foram

submetidos a procedimentos cirdrgicos.

2.2 Objetivos especificos

2.2.1 Levantar os dados clinico-epidemioldgicas dos pacientes;

2.2.2 Relatar os principais achados dos exames laboratoriais e de
imagem;

2.2.3 Classificar os casos conforme de D’Alessandro & Rausch;

2.2.4 Relacionar os tipos de cirurgia realizada e complicacdes

observadas;
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METODOLOGIA

3.1-Tipo de estudo:
Série de casos de hidatidose por Echinococcus vogeli, diagnosticados

e tratados com cirurgia e uso de albendazol conjuntamente.

3.2- Local de realizagdo do estudo:
Hospital de Base de Porto Velho Ary Pinheiro, no estado de Ronddnia,
Brasil. Hospital publico terciario de referéncia em alta complexidade para todo

0 estado.

3.3- Periodo:
Esta casuistica corresponde aos casos operados e acompanhados
entre janeiro de 2007 e julho de 2012.

3.4- Sujeitos:

Pacientes encaminhados da rede basica de saude dos diversos
municipios do estado de Rondbnia, que eram referendados ao Hospital
terciario do estado (Hospital de Base Ary Pinheiro).

3.5- Aspectos éticos:

Aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa FIMCA - N° 288.090
CAAE:13408913.1.0000.0012 (vide Anexo lI).

Todos os pacientes autorizaram a publicacdo dos dados através do

Termo de Consentimento Livre e Esclarecido (vide Anexo III).

3.6- Critérios de incluséo:
Todos os casos com suspeita clinica inicial de Hidatidose policistica ou
de neoplasias cisticas abdominais com cistos no figado ou na cavidade

abdominal, aos exames de imagem.
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Pacientes com capacidade de ler e compreender o termo de

consentimento livre e esclarecido.

3.7- Ficha de admissao no hospital com descricdo das caracteristicas clinicas
e epidemioldgicas dos pacientes:

a) Nome, idade, escolaridade, ocupacdo, cidade de nascimento e
procedéncia.

b) Queixa principal: sintoma que levou a procurar atendimento médico.

c) Habitos de risco para hidatidose: alimentar-se com carne de paca e
de oferecer aos cées visceras da paca.

d) Histéria da doenca atual: principais sintomas e tempo de ocorréncia
dos mesmos, evolucdo durante a internacéo e apos a alta.

e) Exame fisico: geral e especifico

f) Histéria patoldgica pregressa com as principais comorbidades.

3.8- Exames laboratoriais de pré-operatdrio e pds- operatorio realizados:
a) Hemograma.
b) Avaliacdo da funcdo hepatica: Alanina aminotransferase (ALT),
Aspartato aminotransferase (AST), Gama glutamiltransferase (Y-GT)
e proteinas totais e fracdes.
c) Avaliacdo da funcdo renal: exame sumario de urina, uréia e
creatinina.
d) Sorologia para Echinococcus spp. pelo método de hemaglutinacdo
indireta. Feito pelo Laboratério S&o Lucas, credenciado da rede SUS.

3.9- Exames de imagem:
a) Radiografia de torax (pdstero-anterior) e abdome (ortostase)
b) Ultrassonografia abdominal total

¢) Tomografia de abdome com contraste oral e venoso
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3.10- Utilizacdo de quimioterapico (albendazol) na dose de 10mg KgAdia em
uma tomada diaria via oral no periodo pré-operatorio e também no poés-
operatorio.

3.11- Procedimentos cirargicos realizados por cirurgia aberta (laparotdémica)
com abertura ampla da cavidade e avaliagdo adequada dos compartimentos
abdominais e descricdo dos principais procedimentos realizados, tais como:
hepatectomia, pericistectomia, marsupializacdo e resseccdo de segmentos
intestinais.

O cloreto de sodio a 10% foi utilizado para infuséo intraperitoneal como
agente escolecida, com a finalidade de prevenir a disseminacdo dos cistos
durante a resseccao.

As principais caracteristicas analisadas de apresentacdo dos cistos
foram: topografia, numero, tamanho, conteldo, tensdo e presenca ou
auséncia de calcificagoes.

Todos os casos foram operados e acompanhados pela mesma equipe

médica.

3.12- Anédlise histopatoldgica e parasitologica do material ressecado:
Todo o material ressecado foi encaminhado ao patologista para identificacdo
das caracteristicas dos cistos e morfometria dos aculeos compativeis com

E.vogeli.
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RESULTADOS

Neste trabalho foram diagnosticados e tratados, clinica e cirurgicamente,
seis casos de Hidatidose por E. vogeli sendo quatro mulheres e dois homens. A
idade variou de 26 a 76 anos, média de 38 anos. Quanto a procedéncia, todos 0s
casos eram do estado de Rondonia e relataram consumo de carne de paca ao
menos uma unica vez, além do habito comum de alimentacdo de cdes domeésticos

com visceras desse animal (figura 16).

Amazonas

EENE
Fo
ENE

Figura 16: Mapa do estado de Rondonia com a distribuigdo por regional dos casos de hidatidose
por E. vogeli.

Os sintomas antecederam em trés meses a dois anos a consulta médica. A
principal queixa foi dor abdominal (seis casos) seguida de massa palpavel no

abdome (trés casos). Quatro pacientes foram encaminhados com hipdtese
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diagnostica inicial de neoplasia. Os exames laboratoriais apresentaram eosinofilia de
7% e 9% em dois pacientes. A hemaglutinacdo indireta para Equinococcus spp. Foi
realizada em todos os casos e foi positiva em dois, com titulos superiores a 1/160.
Conforme a classificagdo de D’Alessandro e Rausch®, cinco casos foram
classificados como tipo I, e um do tipo IV. Dados demograficos bem como o tempo
de tratamento com albendazol antes e apds o procedimento cirdrgico foram

resumidos na tabela 2.

Tabela 2- Dados demogréficos, clinicos, sorolégicos e terapéuticos de pacientes com
hidatidose policistica.

Casos Idade  Género Tipo Sorologia  Tempo de tratamento (semanas)
(anos) F/M Clinico de (HAI) Pré-cirurgico Pos-cirurgico
hidatidose

1 30 F Tipo | (-) 8 + 8

2 26 M Tipo | (+) 9 + 4

3 27 M Tipo IV (-) 12 + 4

4 34 F Tipo | (-) 8 + 6

5 37 F Tipo | (+) 7 + 5

6 76 F Tipo | (-) 10 + (?)
Média 38,3 9 + 5,4

Abreviaturas: (HAI) Hemaglutinagéio Indireta (?) Sem retorno pos-cirurgico

Caso 1 - Feminino, 30 anos, do lar, natural de Itamaraju - BA e procedente de
Mirante da Serra-RO. Queixava de dor abdominal em epigastrio, de leve intensidade
associada a aumento do volume abdominal iniciado ha dois anos. O exame fisico
revelou hepatomegalia dolorosa e a TC de abdome identificou cistos hepaticos
superficiais em lobos direito e esquerdo de varios tamanhos (figura 17A). A paciente
foi submetida a pericistectomia com retirada de oito cistos, cujo contetdo interno era
purulento e de consisténcia pastosa, sugerindo cistos degenerados (figura 17B e
17C). A paciente recebeu alta no quarto dia de pos-operatorio com evolucao
satisfatoria, permanecendo assintomatica no acompanhamento ambulatorial durante
11 meses. A TC de abdome realizada nove meses apés a alta, ndo evidenciou

recorréncia dos cistos.
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Figura 17: Cistos em
lobo E do figado (A).
Material de cisto
degenerado (B).
Puncdo de cisto com
material purulento

(C).

Caso 2 - Masculino, 26 anos, branco, pedreiro, natural de Tamaca - AC, e
procedente de Porto Velho-RO. Queixa principal de dor abdominal difusa de inicio
ha um ano associada a perda de peso (8kg), aumento do volume abdominal e
massas abdominal palpaveis. A TC de abdome revelou cistos em cavidade
abdominal e pélvica, bem como no figado e baco (figura 18A, B, C e D). O paciente
foi submetido & cirurgia com ressec¢ao de mais de 30 cistos cujo tamanho variou de
poucos milimetros a 12 cm, localizados no peritbnio, grande epiploon, mesentério e
pelve. Os procedimentos realizados foram enterectomia segmentar além de
pericistectomia e marsupializacdo de cistos no figado e baco (figura 18E e F). Os
cistos intraperitoneais, principalmente os pélvicos, apresentavam conteudo tenso e
hialino com caracteristicas de “cistos viaveis”, enquanto os demais cistos eram
flacidos, conteudo pastoso e coloracdo amarelada chamados cistos senescentes ou
mortos (ndo viaveis). O paciente evoluiu satisfatoriamente recebendo alta no sexto
dia pés-operatério com regressao dos sintomas e sem recidiva dos cistos durante o
acompanhamento ambulatorial por 16 meses. Os exames tomograficos realizados

no primeiro e segundo ano paés-cirdrgico foram normais.
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Figura 18: TC de abdome com cisto hepatico - seta (A). esplénico - seta (B), mesentérico - setas
(C) e pélvico - setas (D). Cistos em cavidade abdominal - circulo (E). Material ressecado do mesmo
paciente (F).

Caso 3 - Masculino, 27 anos, auténomo, natural de Cruzeiro do Sul - AC e
procedente de Jaci-Parana-RO. Paciente referiu inicio dos sintomas ha dois anos
com dor abdominal em peso, intermitente, inicialmente na fossa iliaca direita com
irradiacdo para o flanco ipsolateral. Associado ao quadro, o paciente apresentava
perda de peso, aumento do volume abdominal e massa palpavel em flanco direito. A
TC de abdome revelou cisto em flanco direito com 13 cm de didmetro e varios cistos

peritoneais e pélvicos de menor tamanho (figura 19).
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Figura 19: TC de abdome evidenciando grande cisto em hipocéndrio D (seta) e multiplos cistos em
abdome superior e inferior (circulos).

Durante a internacdo uma segunda TC de abdome, demonstrou aumento da
densidade de vérios cistos quando comparada com o0 exame inicial, além da
presenca de calcificacdes previamente ndo identificadas. O paciente foi submetido a
procedimento cirdrgico com ressec¢cdo de numerosos cistos mesentéricos e
peritoneais juntamente ao grande epiplon. Os cistos pélvicos eram numerosos,
tensos, de conteddos hialinos e tamanhos variados, porém menores que 0S
observados em outras topografias. O paciente evoluiu satisfatoriamente no pos-
operatério recebendo alta no sexto dia e permaneceu assintomatico em
acompanhamento ambulatorial por 24 meses. Tomografias de abdome realizadas no

primeiro e segundo ano pdés-cirdrgico nao evidenciaram recidivas.

Caso 4 - Feminino, 34 anos, pescadora, natural e procedente de Porto Velho-
RO. Relatava historia de dor lombar a direita iniciada ha 12 meses, com piora e
irradiacdo para epigastrio nos ultimos trés meses. A ultrassonografia de abdome
revelou imagem soélido-cistica do figado sendo encaminhada para avaliagdo da
cirurgia oncolégica. A TC de abdome evidenciou imagem compativel com cisto
hidatico em lobo hepatico direito (figura 20A e B). A paciente foi submetida a
hepatectomia direita e a peca ressecada apresentava cistos com aspecto de
degeneracédo: conteudo espesso, amarelado e calcificacbes sugerindo cistos
degenerados (figura 20C e D). A paciente evoluiu satisfatoriamente, recebendo alta
no oitavo dia de pés-operatério. Foi acompanhada ambulatorialmente por 18 meses,

sem recorréncia da doenca.
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Figura 20:
Tomografia
computadorizada
de abdome
superior
evidenciando

multiplos cistos
hepaticos (A) e (B).
Hepatectomia
direita (C). Peca
cirargica (D).

Caso 5 - Feminino, 37 anos, manicure, natural de Humaita — AM, procedente
de Candeias do Jamari - RO. A paciente tinha queixa de dor em hipocondrio direito
h& seis meses, associada a nauseas e hiporexia. Relatou ainda, aumento do volume
abdominal quatro meses apds o inicio dos sintomas. Ao exame fisico, a paciente
apresentava hepatomegalia dolorosa e imagens tomograficas com seis cistos na
superficie e no interior do lobo hepatico direito. Foi submetida a pericistectomia dos
cistos superficiais e marsupializacdo de outros trés cistos. Evoluiu satisfatoriamente,
recebendo alta no sétimo dia pds-operatorio. A paciente permaneceu em
acompanhamento ambulatorial por 13 meses e a TC de abdome, realizada no 12°

més, ndo evidenciou recidiva da doenca (figura 21).

Figura 21: TC de abdome evidenciando cisto em mesocélon transverso — setas (A) e (B). Material ressecado
do paciente (C).




29

Caso 6 - Feminino, 76 anos, do lar, natural e procedente da cidade de Costa
Marques - RO. A paciente relatou dor abdominal em peso associada a nauseas e
vomitos esporadicos, de inicio ha 3 meses. A TC de abdome evidenciou cistos
hepaticos no lobo direito, principalmente no segmento 1V, além de outros cistos em
topografia sub-hepética. Foi submetida a pericistectomia, colecistectomia e
resseccdo de cistos peritoneais. Teve evolucdo satisfatéria no pds-operatorio,
recebendo alta no sétimo dia (figura 22). A paciente, porém nao retornou para

acompanhamento ambulatorial pos-cirargico.

Figura 22: TC de abdome evidenciando cistos: em lobo E (A), sub-hepatica (B), pequenos
cistos no segmento IV (C). Cistos ressecados do paciente - pericistectomia (D).
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As principais caracteristicas clinico-epidemioldgicas observadas nesta série

de casos de hidatidose por E. vogeli estdo resumidas na tabela 3.

Tabela 3- Procedéncia, naturalidade e sintomas dos casos de Hidatidose por E. vogeli

Caso  Naturalidade

Procedéncia

Sintomas

Inicio
sintomas

Tempo de
seguimento

1 Itamaraju-BA

2 Tamaca-AC

3 Cruzeiro do Sul-AC

4 Porto Velho-RO

5 Humaita — AM

6 Costa Marques-RO

Mirante da Serra-RO

Porto Velho-RO

Jaci-Parana- RO

Porto Velho-RO

Candeias do Jamari - RO

Costa Marques-RO

Dor epigéastrica
Aumento abdominal
Hepatomegalia
dolorasa

Dor abdominal difusa
Aumento abdominal
Perda 8Kg

Massas palpaveis
Dor abdominal em peso
(intermitente)

Perda 4 Kg

Massas palpaveis
Dor lombar & direita

Dor em HD

MNauseas

Hiporexia

Massas palpaveis
Hepatomegalia

Dor epigastrica em peso
Nauseas e vimitos

2 anos

1 anos

2 anos

1 ano

6 meses

6 meses

11 meses

16 meses

24 meses

18 meses

13 meses

N&o retornou

Todos os pacientes foram tratados com albendazol antes do procedimento

cirargico por periodo médio de 9 semanas e no pds operatorio por 5,4 semanas. A

dose utilizada foi 10mg/kg/dia, com boa tolerancia. A resposta ao tratamento pré-

operatorio com albendazol foi avaliada durante a internacdo. Dos seis casos, dois

apresentaram melhora da dor abdominal e remissdo completa em um caso. Os

sintomas permaneceram inalterados em trés pacientes e em nenhum caso houve

involucdo das massas abdominais palpaveis.

Os procedimentos cirdrgicos realizados foram variados e individualizados

conforme a necessidade de cada caso operado (tabela 4).
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Tabela 4 - Caracteristicas cirurgicas dos pacientes com hidatidose policistica

No. Procedimento cirurgico Tempo Tempo de
cirurgico internagao
(min) (dias)
1 Pericistectomia 180 4
2 Pericistectomia + marsupializacéo (cistos 270 6
hepaticos e esplénicos) + enterectomia +
RPC
3 RPC 240 6
4 Hepatectomia segmentar (posterior 210 8
5 direita) 160 7
6 Pericistectomia + marsupializacéo 180 7
RPC + pericistectomia + colecistectomia
Média 206.7 min 6 dias

Abreviatura: RPC (Resseccéo de cistos peritoneais)

Dos seis casos, cinco casos foram acompanhados apGs a cirurgia por periodo
gue variou entre 11 e 24 meses (média 16,4 meses) e um caso nao retornou para
acompanhamento ambulatorial (residéncia em localidade de dificil acesso). Nesta
casuistica ndo houve reacdo anafilatica, complicacdes pds-cirdrgicas graves ou
Obito.

Os cistos hidaticos, nesta casuistica, apresentaram tamanhos variados (de
poucos milimetros a varios centimetros) e foram identificados basicamente em trés
formas distintas: cistos infectantes ou “viaveis”, cistos degenerados ou senescentes
e cistos mortos (totalmente calcificados). Os cistos infectantes apresentavam
capsula fina, contetdo liquido ou gelatinoso e coloracao hialina ou amarelo ambar.
Os cistos degenerados tinham superficie com certo depdsito de célcio, capsula mais
espessa quando comparada a dos cistos viaveis, conteildo com tensao diminuida e
material de consisténcia pastosa ou purulenta. Os cistos mortos apresentavam
capsula totalmente calcificada, fibrética, endurecida e pequena quantidade de
material no seu interior.

Os cistos ressecados estavam localizados em varios locais do abdome, tais
como peritbnio parietal, mesentério, epiplon, parede do intestino delgado, figado e
baco. Os cistos localizados no figado, baco, mesentério, intestino e epiplon eram
flacidos de conteddo amarelo intenso ou purulento, consisténcia pastosa com areas
de calcificacdo na superficie. Estas caracteristicas sugeriam que o0s cistos destas

topografias eram degenerados. Diferentemente, os cistos implantados no peritdnio
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parietal, principalmente os pélvicos eram tensos, conteudo hialino ou amarelo ambar
e consisténcia liquida ou gelatinosa sugerindo serem viaveis (Figura 23). Quanto ao
tamanho, os cistos localizados no peritbnio parietal, tinham diametro maximo de 3,5
cm e eram menores que 0s encontrados em outras localiza¢des tais como figado,

raiz de mesentério e grande epiplon.

TRATAMENTO COM
ALBENDAZOL (9 SEMANAS)

CIRURGIA

Topografia dos cistos

Epiploicos Hepato‘esplénicos Mesentéricos Intestinais Peritdnio parietal
| | |

- Cistos fldcidos - Cistos tensos

- Conteddo: - Conteddo:
a) Turvo a) Translicido
b) Amarelado b) Amarelo dmbar ou cristalino
c) Pastoso c) Liguido ou gelatinoso

- Calcificagbes presentes - Sem calcificagbes

Figura 23: Fluxograma com o tempo de tratamento medicamentoso (pré-operatorio) e
topografia dos cistos ressecados e suas caracteristicas.

A andlise parasitolégica e histopatoldgica dos cistos ressecados e do material
aspirado identificou a presenca de ganchos rostelares dos protoescoleces

compativeis com E. vogeli (figura 24).

Figura 24: Exame a
fresco dos ganchos
rostelares
(quadrado
vermelho).Echinoco
ccus vogeli.
Microscopia 6ptica
(300 X).
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DISCUSSAO

Os primeiros casos de hidatidose policistica nas Américas foram descritos em
1902 por Marcelo Vinas, em Buenos Aires?’. Mas o Echinococcos vogeli s6 foi
reconhecido como uma nova espécie em 1972 por Rausch e Beinstein®. O nimero
total de casos de E. vogeli é de 178, conforme revisdo de D’Alessandro e Rausch
em 2008, sendo 106 exclusivos do Brasil®. Médicos que atuam na regido da
Amazoénia legal, em particular no estado de Rondonia (dados n&o publicados),
relataram casos de Hidatidose policistica hepética e peritoneal com evolucao para
Obito. Este fato sugere a possibilidade de que o numero total dos casos desta
parasitose esteja subestimado.

O homem, ao ser infectado acidentalmente, desenvolve as metacestodeas de
forma semelhante ao que ocorre com o hospedeiro intermediario (Cuniculus paca),
porém com maior agressividade®. Outros primatas (macacos) foram infectados
acidentalmente no zooldgico de Los Angeles (EUA), nos anos 80 e morreram vitimas
da hidatidose, sendo diagnosticada esta parasitose através de exame de necropsia®.
Esta caracteristica ocorre principalmente na hidatidose por E. vogeli e E.
multilocularis que tém crescimento exdégeno das vesiculas. Uma caracteristica
peculiar de E. vogeli é que ele produz mais protoescoleces na camada germinativa
do que E. multilocularis®®, por isto é considerado o mais agressivo dos equinococos
que parasitam o homem®. O hospedeiro intermediario no ciclo natural (Cuniculus
paca) ndo apresenta alta agressividade da parasitose, como é vista no homem? °.

Esta agressividade € evidenciada pela presenca de cistos disseminados no
figado que podem romper e causar disseminacdo para a cavidade abdominal e

outros 6rgdos®. Nesta forma disseminada, o paciente pode apresentar
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emagrecimento e massas palpaveis, simulando quadro de neoplasias no abdome
tais como Linfomas ou metastases'®. Em 1979, Morales utilizou a expresséo
“‘massas invadindo tecidos” e “metastases em outros 6rgaos” para expressar oS
achados em cavidade abdominal de roedores produzidos pelo E. vogeli®. Esta
caracteristica demostra o aspecto semelhante a neoplasia que a parasitose
apresenta, ou seja, “cancer parasitario”.

A apresentacao clinica dos casos enumerados como 2 e 3 desta casuistica
demonstra esta agressividade. As hidatides assumem disseminacdo intensa em
varios locais do abdome, semelhante ao aspecto encontrado em pacientes com
carcinomatose. A disseminacao de vesiculas de E. vogeli observadas nos exames
de imagem pode levar a esta hipotese diagndstica inicial de neoplasia. Em nossa
casuistica, quatro pacientes foram referenciados inicialmente para o servico de
oncologia cirargica, motivo pelo qual os oncologistas necessitam conhecer acerca
desta parasitose e incluir a hidatidose policistica nos diagnésticos diferenciais das
neoplasias, principalmente nos pacientes procedentes da regido amazonica.

Cistos de E. vogeli podem ter tamanhos variados de poucos milimetros a
varios centimetros, sendo descritas hidatides com diametro de até 10 cm*®. O caso 3
apresentava cisto com 13 cm no seu maior diametro, 0 que demonstra a
possibilidade de um Unico cisto ensejar desconforto e deformidade abdominal e
corresponde ao maior cisto de E. vogeli dos casos anteriormente publicados™®**°.

Quanto as caracteristicas epidemiologicas, um aspecto relevante destes
pacientes € que, mesmo sendo procedentes do estado de Rondbnia, trés casos
eram naturais de outros estados da regido amazonica sendo dois do estado do Acre
e um do estado do Amazonas. Devido a migracdo, comum na regido amazobnica, e

do crescimento lento dos cistos hidaticos, estes pacientes podem ter sido infectados
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nos estados de origem, décadas antes do inicio dos sintomas®. A maioria dos casos
em territorio brasileiro correspondem a pacientes do estado do Acre e Para'®131°,
Menegheli et al em 1990 publicou 9 casos de Hidatidose por E. vogeli sendo 8
procedentes do estado do Acre’®. No estado de Ronddnia, apenas um caso foi
previamente descrito®®. Esta casuistica corresponde aos primeiros casos relatados
sequencialmente de pacientes diagnosticados, operados e acompanhados nesse
estado da regido norte do Brasil.

Quanto a sintomatologia, os cistos hepéticos podem ser assintomaticos ou
apresentar dor em peso, de intensidade variavel, sendo mais pronunciada durante a
inspiracdo. A dor ocorre quando os cistos atingem determinado tamanho capaz de
causar distensdo da capsula hepatica ou compressdo de estruturas intra-
hepaticas®’. Quando os cistos desenvolvem-se junto ao hilo hepético, a compresséo
das vias biliares determina ictericia obstrutiva'®. A compressdo dos vasos
sanguineos portais pode levar a hipertensao portal com esplenomegalia, varizes
esofdgicas e ascite?’. Os cistos implantados em cavidade abdominal podem ser
assintomaticos ou provocar dor abdominal leve e/ou presenca de massas palpaveis®.
A busca dos pacientes pelo atendimento médico pode ser retardada devido a
sintomatologia ser leve ou semelhante a outras doencas digestivas mais frequentes.
Com auséncia de tratamento ocorre o desenvolvimento dos cistos, podendo
apresentar hipertensdo portal, ictericia, massas palpaveis ou disseminacao
intraperitoneal severa®. Além deste fato, a grande parte dos médicos de outras
regides brasileiras ou mesmo dos estados da regido norte do Brasil desconhecem
esta parasitose e 0s seus riscos. Pacientes procedentes de zona rural ou urbana da
regido amazonica e que apresentem massas abdominais palpaveis devem ter como

diagnéstico diferencial, a Hidatidose policistica neotropical.
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Em sintese, a inespecificidade dos sintomas, o desconhecimento médico da
parasitose aliados a dificuldade de realizacdo de exames de imagem (ex. TC de
abdome), principalmente pelos pacientes de zona rural, sdo fatores que podem

retardar o diagnostico e consequentemente o tratamento, piorando o prognastico.

Os exames laboratoriais podem estar alterados, porém sao inespecificos™ *°.
As alteracbes mais citadas sdo aumento de transaminases, bilirrubina direta,
fosfatase alcalina, diminuicdo dos niveis de albumina e hemoglobina®> °. Estas
alteracbes sdo observadas principalmente na forma ictérica ou tipo Il da
classificagdo de D’Alessandro & Rausch e corresponde a apresentacdo mais grave
da parasitose”. Nesta casuistica, as formas encontradas foram do tipo | (5 casos) e
tipo IV (1 caso) e os exames laboratoriais realizados ndo revelaram alteracdes
expressivas. Eosinofilia de 7 e 9% foi identificada em dois pacientes (casos 2 e 3).
Resultados semelhantes também foram encontrados por outros autores que
evidenciaram eosinofilia em menos de 50% dos casos estudados com valores entre
10 e 16%™. Segundo Ultima revisdo dos casos publicados (2008), a Hidatidose
policistica por E. vogeli apresenta eosinofiia em 21% dos casos’.
Semelhantemente, na Hidatidose por Echinococcus granulosus, a alteracdo é
identificada em apenas 25% dos casos®*.

Da mesma forma, a sorologia para Echinococcus spp. ndo € positiva em
todos os casos e apresenta sensibilidade e especificidade baixas >*??°. O exame
pode apresentar reacdo de falso positivo para outras parasitoses da familia
Taenidae e no género Schistossoma spp. (ex: neurocisticercose e a
esquistossomose*?*. Os métodos sordlogicos utilizados em Hidatidose sdo: Elisa,
Hemaglutinacdo Indireta (HAI), contraimunoeletroforese (CIE) e 0 método Imunoblot.

Este ultimo utiliza a técnica Western blot com antigeno total liofilizado, do fluido de
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cistos de Echinococcus granulosus em figado de carneiro'® e é considerado o mais

sensivel*?. Porém seu custo é elevado, estando disponivel apenas em centros de
pesquisa’®?.

Além da baixa sensibilidade, pacientes com cistos senescentes
(degenerados), mortos ou calcificados podem apresentar sorologia negativa> 3.
Apesar desta evidéncia, a sorologia deve ser realizada em todos 0s casos suspeitos.
Se negativa, ndo descarta a hipotese diagndstica, principalmente nos casos com
caracteristicas clinico-epidemiologicas e imagens sugestivas de Hidatidose
policistica.

O E. vogeli apresenta caracteristicas morfologicas com uma estrutura
policistica, porém pode ter cistos isolados ou satélites (proliferacdo de vesiculas
enddgenas e exégenas)?’. Os cistos na superficie hepatica podem sofrer rotura
disseminando na cavidade abdominal. Os cistos hidaticos possuem trés formas de
apresentacao. O primeiro apresenta contetdo liquido ou massa gelatinosa de cor
amarelada ou hialina (cistos “viaveis”). Na segunda forma, o0s cistos possuem
contelido interno espesso (pastoso) de cor amarelo intenso ou purulento (cistos
senescentes). Na terceira forma de apresentacdo dos cistos, 0 conteldo € escasso
e amorfo (cistos mortos)®*.

A analise microscopica do cisto evidencia vesiculas com paredes formadas
pelas membranas do parasito?®. A membrana laminada externa adquire uma cor
roésea pela hematoxilina-eosina e a sua espessura varia entre 6 e 8 um. A membrana
germinativa interna € mais adelgacada com espessura entre 3 e 8 um. Esta ultima
produz capsulas proligeras, mais ou menos esféricas, dentro das quais se

desenvolvem o0s protoescoleces com ganchos rostelares e varios aculeos,

principalmente nos cistos maduros®. Estes aclleos tém caracteristicas de forma e
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medidas peculiares a cada espécie de equinococos. O exame histopatologico do
cisto associado a realizacdo de exame parasitoldégico do seu contetudo é primordial
. ~ . T o . 6, 14
na confirmacédo diagnostica desta espécie de equinococos™ ™.
Nesta casuistica, a TC de abdome com contraste oral e venoso, foi 0 exame
de imagem mais adequado na avaliacdo dos pacientes. Afirmacédo também feita por

outros autores'® 113,

A tomografia computadorizada é capaz de identificar a
topografia dos cistos e sua relacdo com outros Orgdos abdominais pericisticos.
Porém, nos pacientes com disseminacao intraperitoneal intensa como nos casos 2 e
3, este exame nao foi capaz de evidenciar cistos menores que 1,0 cm, o que foi
confirmado durante o procedimento cirdrgico. No caso 2 e 3 foram observados
numMerosos pequenos cistos. A ultrassonografia de abdome deve ser utilizada como
avaliacao inicial dos casos suspeitos, porém apresenta limitagcdes na avaliacdo dos
cistos, principalmente na forma com disseminacao peritoneal e cistos localizados em
raiz de mesentério.

Nesta casuistica, o tempo médio de utilizacdo do albendazol pré e pos-
cirtrgico foi maior que trés meses, periodo preconizado pela OMS para tratamento
medicamentoso da Hidatidose??. A proposta inicial era a utilizagéo do albendazol no
pds-operatorio por periodo de seis meses, mas a continuidade do tratamento apos o
segundo més, foi irregular. Dois fatores foram identificados como causa da
suspensao: a auséncia da medicagdo no municipio de origem e também a auséncia
de sintomas no pos-cirargico, mesmo com orientacdo de ndo suspender a
medicacao.

O tratamento clinico com quimioterapico deve ser utilizado em todos os casos
de Hidatidose policistica®, porém o tempo de utilizacdo (continuo ou em ciclos) ou

mesmo a utilizacdo antes ou apos a cirurgia, ainda nao existe consenso. O periodo
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de utilizacdo do albendazol varia de 3 a 18 meses, podendo ser continuo ou em
ciclos de 28 dias, com intervalos de 2 semanas™"'®. Outros quimioterapicos foram
utilizados para Echinococcus granulosos, tais como anfotericina B e mebendazol®.
N&o existe relato da utilizacdo destes medicamentos nos casos de Hidatidose
policistica. O uso do albendazol no pré e poés-cirargico foi descrita previamente em
um anico relato de caso de Hidatidose por E. vogeli da forma exclusivamente
hepatica'®. Possivelmente essa abordagem terapéutica ndo tem sido
frequentemente relatada devido a auséncia do diagnostico prévio a cirurgia. Os
casos aqui apresentados correspondem aos primeiros casos consecutivos de
Hidatidose por E. vogeli tratados com albendazol antes e apds a cirurgia.

Uma modalidade de tratamento da Hidatidose é a terapia percutanea de
puncdo dos cistos guiada por ultrassonografia utilizando agulha fina e injecao
intracistica de solucéo salina ou mesmo albendazol. Esta técnica tem sido utilizada
em cistos hidaticos por E. granulosos®. Para os casos E. vogeli, esta técnica é
inadequada pois 0s cistos sao tensos e apresentam capsula fina e facilmente
rompivel durante a puncédo, podendo causar disseminacdo com formacédo de novos
cistos.

Quanto a indicagéo do tratamento cirtrgico neste tipo de Hidatidose, a cirurgia
deve ser feita em todos os casos suspeitos e que apresentem condi¢des clinicas
para o procedimento®?. A cirurgia possibilita a avaliacdo e exclusdo de outros
diagnosticos diferenciais além de permitir a resseccédo dos cistos. A resseccao de
forma radical ou completa tem efeito curativo e fornece material para a analise histo-
parasitologica e confirmacdo da parasitose. Para realizacdo dos procedimentos
cirdrgicos na Hidatidose policistica € necessario cuidados especificos tais como a

infusdo intraperitoneal de cloreto de sédio a 10% com utilizacdo de compressas
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embebidas nesta solucdo com a finalidade de proteger as estruturas adjacentes.
Caso ocorra a rotura cistica e extravasamento de material, a solu¢éo escolecida tem
a capacidade de impedir a disseminacao. Outro cuidado importante é a disseccéo
de maneira delicada e meticulosa dos cistos.

O cloreto de sédio (Nacl) € um conhecido agente escolecida e sua utilizacao
foi baseada no conhecimento preexistente do tratamento de Hidatidose por E.
granulosus®*?®. Em nossa casuistica o NaCl foi utilizado em cavidade para protecado
dos tecidos pericisticos durante a resseccao. A concentracdo utilizada foi a 10%,
pois concentracbes maiores aumentariam o risco de irritacdo peritoneal pos

1%, E recomendado

cirdrgica, complicacdes cardiovasculares e necrose hepatica foca
a monitorizacdo intra e pos-operatéria de sodio sérico e eventual correcdo de
hipernatremia devido ao uso da infusdo de sodio na cavidade por periodo
prolongado.

Em dois pacientes (casos 1 e 6) foram utilizadas uma técnica cirargica
chamada de marsupializagcdo dos cistos, que consiste na puncdo e aspiracdo do
contetdo com agulha 30x8 e imediata infusdo intracistica de alcool a 95%. Trés min
apos a infusdo, o conteldo é novamente aspirado e posteriormente lavado a
cavidade cistica com soro fisiol6gico. Posteriormente € realizado o esvaziamento
completo da cavidade do cisto e ressec¢do da camada externa junto aos tecidos
viscerais (destelhamento). Este procedimento foi utilizado principalmente em cistos
aderidos a grandes vasos e em localizacbes onde a resseccao poderia causar
maiores complicacbes, como por exemplo, cistos localizados no baco ou no hilo
hepatico. Porém, deve ser utilizado apenas quando a capsula do cisto esta em

contato direto com a capsula do orgao (ex: figado e baco). A utilizacdo do alcool

etilico a 95% intra-cistico foi utilizado apenas durante trés minutos e ndo produziu
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qualquer efeito nocivo que pudesse ser detectado durante a cirurgia ou durante a
fase de recuperacdo anestésica.

Quanto aos achados cirargicos in loco, vale ressaltar que o0s cistos
implantados no peritbnio parietal apresentavam caracteristicas de cistos viaveis com
conteudo liquido ou gelatinoso, coloracdo amarelo-ambar ou translicido, paredes
finas e tensas e diametros menores que 3,5 cm. Diferentemente, 0s cistos
encontrados em outras localizacbes apresentavam sinais de cistos degenerados.
Uma possivel explicacdo para estes achados seria a menor irrigacdo do peritbnio
parietal e consequentemente menor penetracdo do quimioterapico (pré-operatorio)
no interior dos cistos. Além disso, a menor vascularizacdo levaria ao
desenvolvimento de cistos com tamanhos menores no peritbnio, quando
comparados a cistos implantados em locais mais vascularizados, tais como raiz do
mesentério, visceras macicas e grande epiplon.

O tratamento cirdrgico da Hidatidose exige procedimentos cirargicos diversos.
Nesta casuistica foram realizadas hepatectomias, resseccdes intestinais,
marsupializacéo, resseccao de cistos peritoneais, colecistectomia e a pericistectomia
(resseccao do cisto e tecidos proximos). A abertura ampla da cavidade abdominal é
necessaria, pois permite a avaliacdo de todos os compartimentos e pesquisa
minuciosa dos cistos. Estes podem ser de pequeno tamanho (menores que 1cm) o
que dificulta a sua percepcao podendo ser facilmente confundidos com linfonodos
aumentados.

A via laparoscopica tem sido utilizada na Hidatidose por E. granulosos desde
1992%". Na hidatidose por E. vogeli ndo existe relatos da sua utilizacdo. A via
laparoscopica ndo deve ser usada para a Hidatidose policistica, pois o0s

procedimentos sdo complexos e a manipulacdo dos cistos pela laparoscopia, nao é
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adequada e pode levar a rotura e disseminacdo de protoescoleces. Outro ponto
desfavoravel desta via € a impossibilidade de identificar e caracterizar os cistos
através da palpacédo, manobra Gtil para os cistos localizados no mesentério, epiplon
e retroperitbneo. Na via laparotdbmica (aberta), a abertura ampla da cavidade,
permite o inventario de todos os compartimentos abdominais com a pesquisa tatil
dos pequenos cistos, que pela via laparoscépica podem passar despercebidos.

Nesta casuistica, as cirurgias realizadas apresentaram tempo operatorio
longo (média = 206 min). Isto ocorreu principalmente devido a necessidade de
disseccdo minuciosa, a grande quantidade de cistos ressecados e aos diferentes
procedimentos cirdrgicos realizados no mesmo paciente. A hepatectomia foi o
procedimento de maior complexidade, porém ndo apresentou complicacao grave.

Os aspectos clinico-epidemioldgicos, associados aos achados nos exames de
imagem sao os pilares imprescindiveis no diagnostico desta parasitose. O dominio
técnico dos procedimentos cirdrgicos de média e alta complexidade, aliado a
adequada utilizacdo do albendazol antes e ap6s a cirurgia, sdo os principios basicos

para o tratamento da Equinococose policistica neotropical na atualidade.
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CONCLUSAO

Nesta casuistica a hidatidose por Echinococcus vogeli ocorreu em mulheres,
com idade média de 38 anos. Todos os casos eram procedentes do estado de
Rondbénia, porém trés casos podem ter sido infectados nos estados de origem (Acre

e Amazonas).

O tratamento pré-operatorio com albendazol por periodo médio de nove
semanas melhorou os sintomas dos pacientes, porém nédo causou a involugdo das
massas abdominais, assim como, nao foi capaz de induzir a degeneracéo de cistos

localizados no peritnio (caso 2 e 3).

Conforme a classificagdo de D’Alessandro & Rausch, cinco casos eram do
tipo | e um caso do tipo IV.

A tomografia computadorizada de abdome total foi o principal exame de
imagem realizado, mas nao evidenciou cistos menores que 1 cm. A sorologia para

echinococus spp foi positiva em dois casos.

Foram utilizadas técnicas cirargicas individualizadas para cada caso, sendo
0s procedimentos mais realizados a resseccdo de cistos peritoneais e a

pericistectomia. Ndo houve complicacdes graves ou Obito nesta casuistica.

Os seis casos de hidatidose policistica diagnosticados e tratados com
albendazol (pré e poés-cirirgico) permaneceram assintomaticos e sem recorréncia
dos cistos através dos exames de imagem, no periodo de acompanhamento pos-

cirirgico por dezesseis semanas.
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ANEXO 1

Copia do Artigo_enviado para revista: American Journal of Tropical Medicine and

Hygiene

POLYCYSTIC LIVER AND PERITONEAL HYDATIDOSIS BY Echinococcus

vogeli: SERIES OF CASES SUBMITTED TO SURGICAL PROCEDURE

ABSTRACT

Polycystic hydatidosis from Echinococcus vogeli (E.vogeli) is a little known
tropical parasitic disease that occurs only on the American continent. Humans
become infected by ingesting embryonated eggs eliminated in the feces of domestic
dogs. This study reports six cases of human Neotropical Echinococcosis. The
average age of the patients was 38.3 years (26-76 years), all were from the state of
Rondobnia, Brazil, and the main symptoms found were pain and palpable abdominal
masses compatible with neoplasia. Computed tomography (CT) of the abdomen was
the main imaging technique used for diagnosis, but it did not identify cysts smaller
than 1 cm. All the patients took albendazole 10mg/kg/day for an average of nine
weeks prior to and 5.4 weeks following surgery. The surgical procedures performed
were pericystectomy, enterectomy, resection of peritoneal cysts, marsupialization of
visceral cysts, cholecystectomy, and hepatectomy. The average surgery time was
206.7 minutes (160-270 minutes) and the patients were discharged, on average, Six
days after surgery. Treatment with chemotherapy and surgery did not show any

major complications, and was able to keep patients without the recurrence of cysts
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for an average period of 16.4 months, based on clinical and tomographical

evaluations carried out after the operations.

Keywords: Polycystic hydatidosis. Echinococcus vogeli. Liver cysts. Peritoneal

cysts. Albendazole. Surgery.

INTRODUCTION

The causative agent of neotropical polycystic echinococcosis is Echinococcus
vogeli. During the natural cycle, this parasite uses Cuniculus paca, a rodent
commonly known as the paca, and Speothos venaticus, a carnivore known as the
bush dog, as its intermediate and final hosts, respectively. Humans are infected by
ingesting embryonated eggs, developing metacestodes in the liver, possibly
spreading to the peritoneal cavity and other organs’.The first case of polycystic
Echinococcosis in the Americas was described in 1903, in Argentina®. However, it
was recognized as a new species by Rausch & Bernstein in 19723, This parasitic
disease is considered to be rare, with fewer than 250 cases published®. The
countries with reported cases are Brazil, Chile, Costa Rica, Ecuador, French Guiana,
Panama, Suriname, Venezuela, Colombia, Uruguay, Argentina, Nicaragua and

456789 The main organ affected is the liver, but other abdominal organs, the

Peru
peritoneal cavity, and extra-digestive organs may also be involved®. Clinical
manifestations are directly related to the location of the cysts, with the most common
signs and symptoms being palpable masses, abdominal pain, weight loss, jaundice,
nausea, and vomiting™®.

In 2008, D’Alessandro and Rausch proposed a classification of neotropical

hydatidosis involving Echinococcus vogeli and Echinococccus oligarthus into five
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distinct types, based on clinical parameters, the severity of the disease,
complications, the treatment administered, and mortality. Type I: cysts in the liver
and abdominal cavity. Type II: cysts in the liver and abdominal cavity associated with
liver failure. Type lll: cysts in the liver and lungs/chest. Type IV: cysts only in the
mesentery of the intestines or the stomach. Type V: calcified cysts in the liver and
lungs.

Clinical treatment consists of the use of albendazole as the drug of choice
followed by surgery’®*. Surgery should be considered for all symptomatic patients,
as long as there are no contraindications for the procedure®.

The aim of this paper is to report cases of polycystic hydatidosis seen in the
state of Rondbdnia, emphasizing both pre- and post-surgical treatment, as well as the

clinical and epidemiological characteristics.

MATERIAL AND METHODS

This is a retrospective study of cases of hydatidosis treated and monitored in
follow-up at the Hospital de Base Ary Pinheiro, in Porto Velho, state of Rondonia,
Brazil, during the period January 2007 to December2011. Clinical and
epidemiological aspects, such as age, occupation, nationality, origin, main signs and
symptoms, evolution, and post-surgical outpatient follow-up were analyzed. The
imaging tests performed were abdominal ultrasonography and CT of the abdomen
with oral and intravenous contrast agents. The main laboratory tests performed were
a full blood panel and serology for Echinococcussp. by indirect hemagglutination
assay (IHA).

Laparotomic surgery was performed in all cases via a large incision of the

cavity and careful assessment of the abdominal compartments. The scolicide
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solution used for the intraperitoneal infusion was 10% sodium chloride*?.The surgery
time was recorded in minutes, corresponding to the duration of the surgical
procedure, but not including the anesthesia time.

One of the techniques used was marsupialization of the cysts, which consisted
of needle puncture aspiration of the contents with a 30x8 needle and immediate
intracystic infusion of 95% alcohol. Three minutes after infusion, the contents were
again aspirated, and the cyst cavity was subsequently emptied and a resection of the
internal layer, together with tissue of the organs involved, was performed. This
procedure has been used primarily for cysts adhering to large vessels, and in
locations where resection could cause further complications, such as in the spleen,
for example.

The same medical team performed the patient surgeries and the follow-up.
The characteristics of the cysts analyzed were: topography, number of cysts, size,
characteristics of the contents, and the presence of calcifications. All the material

collected was analyzed by pathology to identify hooklets compatible with E. vogeli.

ETHICAL ASPECTS
Each patient signed an informed consent form, authorizing the publication of

the data and procedures described at an opportune time.

RESULTS
In this study, six cases of neotropical polycystic hydatidosis were diagnosed
and treated, clinically and surgically. There were four women and two men, ranging

in age from 26 to 76 years, with an average age of 38.3 years. All the cases lived in
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the state of Rondonia, and reported that they had consumed paca meat at least
once, and had fed the viscera of this wild animal to their pet dogs.

Symptoms predated the medical consultation by three months to two years.
Abdominal pain was the main complaint, present in all cases, followed by a palpable
mass in the abdomen in three patients. Four patients were referred with an initial
diagnosis of neoplasia. The laboratory exams showed slight eosinophilia of 7% to 9%
in two patients. Indirect hemagglutination for Echinococcus sp, performed in all
cases, was positive in two, with titers greater than 1/160. The demographic data, as
well as the duration of treatment with albendazole both before and after surgery, are

shown in Table 1.

Case 1 - Female, 30 years of age, a housewife, born in Itamaraju, BA, and
living in Mirante da Serra, RO. She complained of mild abdominal pain in the
epigastrum, associated with increased abdominal volume that had begun two years
earlier. Physical examination revealed painful hepatomegaly, and CT of the abdomen
identified superficial liver cysts of different sizes in the right and left lobes (Figure
1A). She underwent a pericystectomy of eight cysts, which presented purulent
content and pasty consistency, suggesting that they were degenerate (Figures 1B
and 1C). She made satisfactory progress, was discharged on the fourth
postoperative day, was followed up at the outpatient clinic for eleven months, and
remained asymptomatic. CT of the abdomen performed nine months after discharge

showed no recurrence of cysts.

Case 2 - Male, 26 years of age, White, a stonemason, born in Tamaca, AC,

and living in Porto Velho, RO. He reported diffuse abdominal pain, which had started
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a year earlier, associated with weight loss of 8kg and increased abdominal volume
with the presence of palpable masses. CT scan revealed cysts in the abdominal and
pelvic cavities, as well as in the liver and spleen (Figure 2A-D). He underwent a
laparotomy with resection of more than 30 cysts, ranging in diameter from a few
millimeters to twelve centimeters, located in the peritoneum, greater omentum,
mesentery, and pelvis (Figure 2E). The procedures performed were a segmental
enterectomy, as well as a pericystectomy, marsupialization of the cysts in the liver
and spleen and resection of multiple cysts (Figure 2F).The patient made satisfactory
progress and was discharged on the sixth postoperative day, with regression of the
symptoms and with no recurrence of cysts during 16 months of outpatient follow-up.
Tomographic exams performed in the first and second years following surgery were

normal.

Case 3 - Male, 27 years of age, self-employed, born in Cruzeiro do Sul, AC
and living in Jaci-Parana, Rondonia. He reported the onset of symptoms two years
earlier, with intermittent abdominal pain, initially in the right iliac fossa and later in the
ipsilateral flank. The patient presented associated weight loss, increased abdominal
volume, and a palpable mass in the right flank. A CT scan of the abdomen identified
a cyst, thirteen centimeters in diameter, in the right flank and numerous peritoneal
and pelvic cysts (Figure 3). A second CT of the abdomen performed during
hospitalization showed increased density of several cysts when compared with the
initial exam, and the presence of previously unidentified calcifications. He underwent
surgery with the resection of numerous mesenteric and peritoneal cysts along the
greater omentum. He made satisfactory postoperative progress and was discharged

on the sixth day. He remained asymptomatic during the twenty-four months of
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outpatient follow-up. Tomographies of the abdomen performed in the first and second

years following surgery showed no evidence of recurrence.

Case 4 - Female, 34 years of age, a fisherwoman, born and living in Porto
Velho. She reported a history of lower back pain on the right side, which had started
twelve months earlier and had worsened and spread to the epigastrium in the past
three months. Ultrasonography of the abdomen revealed an image with solid and
cystic components in the liver, and she was referred to oncological surgery for
evaluation. CT scan of the abdomen revealed an image compatible with a hydatid
cyst in the right lobe of the liver (Figure 4A-B). The patient underwent a right
hepatectomy and the resected specimen contained cysts with the appearance of
degeneration, with thick, yellowish contents and calcifications suggestive of
degenerative cysts (Figure 4C-D). The patient made satisfactory progress and was
discharged on the eighth postoperative day. There were no indications of recurrence

of the disease during eighteen months of outpatient follow-up.

Case 5 - Female, 37 years of age, a manicurist, born in Humaita, AM, and
living in Candeias do Jamari, RO. She complained of pain in the right hypochondrium
for the previous six months, associated with nausea and loss of appetite, and an
increase in abdominal volume. A physical examination revealed painful
hepatomegaly, and tomographical images showed six cysts on the surface and
inside the right lobe of the liver. Pericystectomy of the superficial cysts, and
marsupialization of the other three cysts, were performed. She made satisfactory

progress and was discharged on the seventh postoperative day. Outpatient follow-up
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was conducted for thirteen months and a CT scan performed in the twelfth month

showed no sign of recurrence of the disease.

Case 6 - Female, 76 year of age, a housewife, born and living in the city of
Costa Marques, RO. She complained of severe abdominal pain associated with
nausea and sporadic vomiting. The abdominal CT scan showed liver cysts in the
right lobe, mainly in segment IV, in addition to other subsurface liver cysts. She
underwent a pericystectomy, a cholecystectomy, and resection of peritoneal cysts.
Postoperative progress was satisfactory and she was discharged after seven days.

She did not return for outpatient follow-up.

All the patients were treated with albendazole for an average of nine weeks
prior to and 5.4 weeks following surgery. The dosage used was 10mg/kg/day, with
good tolerance. The response to post-operative treatment with albendazole was
evaluated during hospitalization, with evidence of improvement of abdominal pain in
two cases and complete remission in one case. The symptoms remained unchanged
in three patients, and none of the cases showed regression of the palpable
abdominal masses.

The surgical time was between 160 and 270 minutes (average of 206.7
minutes) and the hospitalization time was between four and eight days (average of
six days). The resected cysts were located in several abdominal compartments, such
as the parietal peritoneum, the mesentery, the great omentum, the walls of the small
intestine, the liver, and the spleen. The cysts located in the liver, spleen, mesentery,
and great omentum were flaccid, with intense yellow or purulent contents, pasty
consistency, and areas of calcification on the surface. These characteristics

suggested that they were in the process of degeneration and were unviable, unlike
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the cysts implanted in the parietal peritoneum, which were tense, with hyaline or
amber yellow and contents of liquid or gelatinous consistency, suggesting that they
were viable (Figure 5). In terms of size, the cysts located in the parietal peritoneum
had a maximum diameter of 3.5cm, generally smaller than those found in other

locations.

The parasitological and histopathological analyses of the resected cysts and of
the material aspirated from them showed the presence of rostellar protoscolex hooks
compatible with E. vogeli (Figure 6).

The diagnosis of hydatidosis was based on clinical and epidemiological data,
imaging, surgical findings, and histoparasitological and serological examinations.
According to the classification of D’Alessandro and Rausch?, five cases were
classified as type | and one as type V. In this series there were no deaths or serious
complications. Five cases were monitored following surgery, for periods ranging from

11 to 24 months (average of 16.4 months).

DISCUSSION

Humans, when accidentally infected, develop metacestodes similarly to the
intermediate host, Cuniculus paca, but more aggressively, with the possible
proliferation of cysts in the liver, abdominal cavity, lungs, and other organs®. This
characteristic occurs mainly in hydatidosis from E. vogeli and E. multilocularis which
have exogenous vesicle growth. A characteristic peculiar to E. vogeli is that it
produces more protoscolices in the germinative layer than E. multilocularis®, and for
this reason, is considered the most pathogenic of the Echinococcus parasites that

infect humans®. The clinical presentation of the cases 2 and 3 of this series
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demonstrate this aggressivity. Hydatid disease from E. vogeli spreads rampantly to
various areas of the abdomen, similarly to the characteristic encountered in
carcinomatosis®. Dissemination of vesicles of E. vogeli observed in the imaging
exams leads to an initial diagnosis of neoplasia. In this study, four patients were
initially referred to the oncological surgery service, which is why oncologists need to
understand this parasitic disease for the differential diagnosis of neoplasias,
particularly in patients living in the south America mainly in Amazon region. Cysts of
E. vogeli range in size from a few millimeters to several centimeters, and hydatids
have been described with diameters up to 10cm. Case 3 of this article presented a
cyst of 13cm at its widest diameter, demonstrating the possibility that a single cyst
can cause discomfort and abdominal deformity.

In regards to epidemiological characteristics, an important aspect of these
patients is that even though they all lived in Rondonia state, three were born in other
states of the Amazon region; two in Acre and one in Amazonas state. Due to
seasonal migration, common in this region and to the slow growth of hydatid cysts,
these patients may have been infected in their states of origin, decades before the
appearance of symptoms”.

In the state of Rondonia, Brazil, only one case had been previously
described™. This case series represents the first sequentially reported cases of
patients diagnosed, operated on, and followed up in this state in the North region of
Brazil.

Laboratory evaluations of suspected cases of polycystic hydatidosis may show
changes, but these changes are non-specific. The most commonly reported changes
are elevated transaminases, direct bilirubin, and alkaline phosphatase, and

decreased levels of albumin and hemoglobin'®. These alterations are observed
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mainly in the icteric form (type Il) which corresponds to a more severe presentation of
parasitosis®. In this case series, the forms encountered were classified as types | or
IV, and the laboratory tests performed revealed no significant changes. Eosinophil
counts of 7% to 9% were identified in two cases. Similar results were also found by
other authors, with eosinophil counts between 10% and 16%°. In polycystic
hydatidosis from E. vogeli, between 9% and 28% of cases involve eosinophilia®.
Similarly, in hydatidosis from Echinococcus granulosos, this finding is present in 25%
of cases™®.

The serology for Echinococcus is negative in many cases, even when different

1718 The most commonly used methods are

methods are used simultaneously
ELISA, IHA, and Immunoblot, the latter being the most sensitive®. Besides its low
sensitivity, serology may present false positive results in concomitant infections by
other helminths, or false negative results in patients with senescent, degenerative,
dead, or calcified cysts*'*. Despite its drawbacks, serology should be performed in
all suspected cases, but a negative result does not rule out a diagnosis in cases with
clinical and epidemiological characteristics and imaging results suggestive of
polycystic hydatidosis.

Among the imaging tests, abdominal CT with oral and intravenous contrast
agents was the most appropriate for patient evaluation. This examination was
capable of identifying the topography of the cysts and their relationship to the
abdominal organs. However, in the patients with intensive intraperitoneal
dissemination, as in cases 2 and 3, the CT scan was not able to identify cysts smaller

than 1cm. This was confirmed during surgery, when several small cysts, not visible in

the imaging exam, were identified.
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In this series, the average period of time taking albendazole, both pre- and
post-surgery, was longer than three months, a period considered acceptable for the
medical treatment of hydatidosis*®. The initial proposal was to use the medication for
six months following surgery, but the continuity of treatment after the second month
following surgery was irregular.

The use of albendazole both pre- and post-surgery was previously described
in a single case history of hydatidosis from E. vogeli, which affected only the liver.
This therapeutic approach may not have been frequently used due to the lack of
diagnosis prior to surgery. The cases presented here are the first cases of
hydatidosis from E. vogeli treated with albendazole before and after surgery.

Sodium chloride (NaCl) is a known scolicide agent, and its use was based on
existing knowledge of the treatment of hydatidosis from E. granulosus?. NaCl was
used in the empty cavity to protect the adjacent pericystic tissue during the resection.
The concentration used was 10%, since higher concentrations increase the risk of
peritoneal irritation, cardiovascular complications, and focal hepatic necrosis®. 95%
ethyl alcohol was used intracystically for only three minutes during the
marsupialization process, which reduced the toxic action of this substance.

As regards the cysts implanted in the parietal peritoneum, it is worth noting
that they presented characteristics of viable cysts with liquid or gelatinous contents,
amber yellow or translucent coloration, thin and tense walls, and diameters of less
than 3.5cm, unlike the cysts found in other locations, which presented signs of
degeneration. One possible explanation for these findings may be the fact that the
parietal peritoneum received less irrigation, and consequently, less penetration of the
chemotherapy drug into the interior of the cysts. Aside from this, lower

vascularization leads to the development of cysts in the peritoneum that are smaller
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than those found in more vascularized organs located in the mesenteric root and
solid viscera (Ex. Liver).

The surgeries performed were lengthy, with an average operating time of
206.7 minutes. The main reasons for this were: the care taken to prevent the
dissemination of protoscolices, the fact that different surgical procedures were
performed on the same patient, and the large number of cysts resected.
Hepatectomy was the most complex procedure undertaken, but it was performed
without any serious complications.

Laparoscopic surgery has been used for hydatidosis from E. granulosus since
1992%'. There are no reports of its use for hydatidosis from E. vogeli, and it is had
been suggested that for this parasitosis, the laparoscopic approach should not be
used because the procedures are complex, and manipulating the cysts with tweezers
can lead to rupture and the dissemination of protoscolices. Another disadvantage of
this approach is that it does not allow the identification and characterization of the
cysts through palpation or maneuvering of cysts in the mesentery, greater omentum,
and retroperitoneum. In the laparotomic approach, the wide opening of the cavity
allows tactile exploration of all the abdominal compartments and an inventory of
small cysts, which may go unnoticed or be mistaken for lymph nodes in the
laparoscopic approach.

Clinical and epidemiological aspects, in combination with the findings of the
imaging study, are vital components in the diagnosis of this parasitic disease. The
technical domain of surgical procedures of medium and high complexity, coupled
with the proper use of albendazole, both before and after surgery, are the basic

principles for the treatment of neotropical polycystic echinococcosis today.
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ANEXOS I
COPIA DA AUTOTIZAGCAO DO COMITE DE ETICA EM PESQUISA

FACULDADES INTEGRADAS .
APARICIO CARVALHO - FIMCA

Qe

~ PARECER CONSUBSTANCIADO DO CEP
DADOS DO PROJETO DE PESQUISA

Titulo da Pesquisa: Hidatidose Policistica no Estado de Rondonia
Pesquisador: Renato Roriz-Silva

Area Tematica:

Versdo: 2

CAAE: 13408913.1.0000.0012

Instituigdo Proponente: Faculdades Integradas Aparicio Carvalho - FIMCA
Patrocinador Principal: Financiamento Proprio

DADOS DO PARECER

Numero do Parecer: 288.090
Data da Relatoria: 21/05/2013

Apresentagado do Projeto:

O projeto de pesquisa:: Hidatidose Policistica no Estado de Rondénia, constitui contribui¢do a ciéncia
médica pela proposta d einvestigagado apresentada.

Objetivo da Pesquisa:

descrito corretamente detalhadamento dos casos da patologia descrita no estado de RO

Avaliagdo dos Riscos e Beneficios:

De acordo com o pesquisador ndo havera riscos pois trata-se de um estudo dos casos ja tratados, em
relagdo aos beneficios recomenda-se que seja revistos em relagdo aos sujeitos da pesquisa

Comentarios e Ci ideragdes sobre a P
A pesquisa é relevante pela possibilidade de trazer para académica o conhecimento de uma area ainda com
baixa literatura e conmseugwentmente pouco conhecida.

Consideragdes sobre os Termos de apresentagéo obrigatéria:

Foram atendidas as recomendagdes

Recomendagdes:

Toda Pesquisa apresentar riscos conforme resolugéo 196/96

Conclusdes ou Pendéncias e Lista de Inadequacgdes:

Aprovado

Enderego: Rua Araras, 241 - Prédio Adm. - 1° andar

Bairro: ELDORADO CEP: 78.912-640

UF: RO Municipio: PORTO VELHO

Telefone: (69)3217-8972 Fax: (69)3217-8972 E-mail: cep_fimca@yahoo.com.br
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EM REUNIAO PLENARIA NO DIA 28 DE MAIO DE 2013 , O COLEGIADO DO COMITE DE ETICA,
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PORTO VﬁHO, 29 Ze Maio de 2013
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(Coordenador)
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Telefone: (69)3217-8972 Fax: (69)3217-8972 E-mail: cep_fimca@yahoo.com.br
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ANEXO Il

TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO:

Vocé esta sendo convidado(a) como voluntario(a) a participar da pesquisa:
Hidatidose Neotropical no estado de Rondonia.

A JUSTIFICATIVA, OS OBJETIVOS E OS PROCEDIMENTOS: O motivo

que nos leva a estudar € uma parasitose rara e desconhecida da comunidade

meédica. O objetivo desse projeto € relatar a literatura médica as caracteristicas
identificadas nos paciente e os resultados do tratamento proposto. Além disso, em
alguns casos serdo realizadas fotografias dos exames de imagem e dos achados
cirdrgicos porém sem imagem gue possa causar qualquer constrangimento (imagem
de rosto ou partes intimas) . Sera realizado, ainda, o acompanhamento do paciente
para analise da evolucao do quadro durante e ap0s a internacao.

DESCONFORTOS E RISCOS E BENEFICIOS: Este trabalho coleta os
dados de resultados, mas néo interfere nos procedimentos que serdo feitos para
cada paciente inclusive cirdrgico. Nao sera realizado nenhum procedimento diferente
do que ja esta padronizado e consagrado para utilizacdo. Os risco sdo 0s inerentes
aos procedimentos realizados pois apenas sera realizado o levantamento dos
resultados ndo tendo nenhuma influencia na conduta ou rotina do médico assistente
do seu caso. O beneficio é expor os resultados coletados e a experiéncia adquirida
para a comunidade médica que carece de mais informacdes sobre a sua doenca.

GARANTIA DE ESCLARECIMENTO, LIBERDADE DE RECUSA E
GARANTIA DE SIGILO: Vocé sera esclarecido(a) sobre a pesquisa em qualquer
aspecto que desejar. Vocé é livre para recusar-se a participar, retirar seu
consentimento ou interromper a participacdo a qualqguer momento. A sua
participacdo é voluntaria e a recusa em participar ndo ird acarretar qualquer
penalidade ou perda de beneficios. O pesquisador ira tratar a sua identidade com
padrdes profissionais de sigilo. Os resultados do exame clinico - laboratorial serdo
enviados para vocé e permanecerdo confidenciais. Seu nome ou o material que
indique a sua participacdo ndo sera liberado sem a sua permissdo. Vocé ndo sera
identificado(a) em nenhuma publicacéo que possa resultar deste estudo. Uma copia
deste consentimento informado sera arquivada na Clinica cirdrgica do Hospital de

Base de Porto Velho (secretaria) e outra sera fornecida a voceé.
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CUSTOS DA PARTICIPA(;AO, RESSARCIMENTO E INDENIZA(;AO POR
EVENTUAIS DANOS: A participacdo no estudo ndo acarretard custos para vocé e

nao sera disponivel nenhuma compensacao financeira adicional.

DECLARACAO DA PARTICIPANTE OU DO RESPONSAVEL PELA
PARTICIPANTE: Eu, fui informada
(o) dos objetivos da pesquisa acima de maneira clara e detalhada e esclareci minhas

davidas. Sei que em qualquer momento poderei solicitar novas informacbes e
motivar minha decisdo se assim o desejar. O médico Renato Roriz da Silva é o
responsavel pela conducdo e coleta dos dados e certificaram-me de que todos os
dados desta pesquisa serdo confidenciais.

Também sei que caso existam gastos adicionais, estes serdo absorvidos
pelo orcamento da pesquisa. Em caso de duvidas poderei ligar no telefone (69)
3225-2730 OU e-mail renatororiz@hotmail.com. Declaro que concordo em participar
desse estudo. Recebi uma copia deste termo de consentimento livre e esclarecido e

me foi dada a oportunidade de ler e esclarecer as minhas davidas.

Nome Assinatura do Data

Participante ou Digital

Nome Assinatura do Data

Pesquisador

Nome Assinatura da Data

Testemunha



