EZM
V1A MEDICA PRACA KAZUISTYCZNA

Szymon Darocha’, Liliana Wawrzyiiska', Karina Oniszh?, Barbara Dziewulska®

'Klinika Choréb Wewnetrznych Klatki Piersiowej Instytutu Gruzlicy i Choréb Ptuc w Warszawie
Kierownik: prof. dr hab. n. med. A. Torbicki

?Zaktad Radiologii Instytutu Gruzlicy i Chordb Ptuc w Warszawie

Kierownik: lek. I. Bestry

*Konsultant dermatolog, Instytut Gruzlicy i Choréb Pluc w Warszawie

Eozynofilowe zapalenie ptuc w przehiegu zespotu larwy skornej
wedrujacej — opis przypadku

Eosinophilic pneumonia in response to cutaneous larva migrans syndrome
— a case report

Abstract

Cutaneous larva migrans is a parasitic dermatosis imported by travelers returning from tropical and subtropical regions.
In cutaneous larva migrans syndrome humans are incidental hosts and the larvae are unable to complete their natural cycle.
Adult hookworms live in the intestines of dogs and cats, shedding eggs in feces that hatch and mature into larvae that can
remain infective for months in the soil. Larvae penetrate the skin after contact with infected soil and cause an itchy creeping
eruption. Cutaneous larva migrans is not usually associated with systemic symptoms and is rarely accompanied by
peripheral blood eosinophilia. We report a patient who had both cutaneous larva migrans syndrome caused by Ancylostoma
brasiliense and eosinophilic pneumonia after returning from Sri Lanka. The patient has been applied intravenous
corticosteroids and local treatment with albendazole ointment with a very good clinical response.
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Streszczenie

Zespot larwy skdrnej wedrujacej (LCM) jest chorobg importowang przez podréznych udajgcych sie do krajow strefy tropikal-
nej i subtropikalnej. Choroba jest nastepstwem przypadkowej obecno$ci inwazyjnej postaci larwalnej nicieni, ktére pasozy-
tujg przewaznie u pséw i kotéw, w warstwie rozrodczej naskérka cztowieka. Larwa wedruje od kilku milimetréw do kilku
centymetréw na dobe i pozostawia pozakrgcane, uniesione ponad powierzchnig skéry tunele. Zmianom skérnym czesto
towarzyszy uporczywy $wigd zwigzany z wedréwka pasozyta. Bardzo rzadko pojawia sie eozynofilia we krwi obwodowej,
a jeszcze rzadziej obserwuje sie powiktania narzadowe. W niniejszej pracy przedstawiono przypadek LCM wywotany przez
zakazenie Ancylostoma brasiliense importowane ze Sri Lanki, powiktany eozynofilowym zapaleniem pltuc. Zastosowano
kortykoterapie dozylng oraz leczenie miejscowe albendazolem z dobrym efektem klinicznym.

Stowa kluczowe: zespdt larwy skdrnej wedrujgcej, eozynofilowe zapalenie pluc, podréze, pasozytnicze choroby importowane
Pneumonol. Alergol. Pol. 2011; 79, 5: 365-370

Adres do korespondencji: lek. Szymon Darocha, IV Klinika Choréb Wewnetrznych Klatki Piersiowej, Instytut Gruzlicy i Chordb Pluc, ul. Plocka 26, 01-138 Warszawa,
tel.: 22 431 21 54, faks: 22 431 24 14, e-mail: szymon.darocha@gmail.com

Praca wplyneta do Redakji: 14.03.2011 .
Copyright © 2011 Via Medica
ISSN 08677077

www.pneumonologia.viamedica.pl 365



Pneumonologia i Alergologia Polska 2011, tom 79, nr 5, strony 365-370

Wstep

W ostatnich latach w Polsce rosnie zaintere-
sowanie wyjazdami do krajéw tropikalnych. Pod-
r6ze miedzynarodowe niewagtpliwie wiaza sie
z wiekszym ryzykiem wystapienia choroby egzo-
tycznej, zwlaszcza w wypadku wyjazdéw w rejo-
ny tropikalne i subtropikalne o niskim poziomie
higieny.

Zesp6l larwy skérnej wedrujacej (LCM, syn-
droma larvae cutaneae migrans) jest najczestsza
dermatoza rozpoznawang u os6b powracajacych
z tropikéw [1], choé znane sg pojedyncze przypad-
ki jej wystepowania u oséb podrézujacych do strefy
basenu Morza Srédziemnego lub Czarnego [2]
i sporadycznego pojawiania sig choroby w Europie,
u oséb nigdy niepodrézujacych do krajow o od-
miennych warunkach klimatycznych [3-7].

Choroba jest wywolywana przez larwy r6z-
nych gatunkéw tegoryjcow, zwykle Ancylostoma
brasiliense lub Ancylostoma caninum. Do zaraze-
nia pasozytem dochodzi poprzez nieuszkodzona
skore na skutek bezposredniego kontaktu z ziemia
zanieczyszczong odchodami pséw i kotéw. Nitko-
wate postacie larwalne bytuja tylko w skérze i nie
sa zwykle zdolne do glebszej migracji. Drazac ko-
rytarze, tworzg wrota zakazenia dla drobnoustro-
jow. Objawy zakazenia moga by¢ znacznie nasilo-
ne, maskujac widok tuneli larwy i utrudniajac po-
stawienie wlasciwego rozpoznania. W organizmie
czlowieka, jako zywiciela przypadkowego, larwy nie
odbywaja petnego cyklu zyciowego i zwykle ob-
umieraja po kilku tygodniach, cho¢ bez wlasciwe-
go leczenia moga pozostawac w skorze przez okres
kilkunastu miesiecy. Poza manifestacja skérna bar-
dzo rzadko dochodzi do uogélnionych zmian aler-
gicznych z zajeciem innych narzadéw, w tym réw-
niez pluc [8]. Zesp6!l larwy skérnej rozpoznaje sie
na podstawie obecnosci typowych zmian skérnych
o wygladzie serpentynowatych kanalikéw, ktérym to-
warzyszy wyrazny odczyn zapalny pod postacia za-
czerwienienia, czesto ze wspdlistniejagcymi pecherza-
mi, maceracja naskorka i towarzyszacym swiagdem.

Opis przypadku

Otyly mezczyzna (38 lat) z wywiadem astmy
w dziecifistwie, dotychczas leczacy sie jedynie
z powodu nadciénienia tetniczego, zostal przywie-
ziony w lipcu 2010 roku do Izby Przyje¢ Instytutu
Gruzlicy i Choréb Pluc w Warszawie przez Pogoto-
wie Ratunkowe z powodu nasilajgcej sie od kilku
godzin dusznoéci spoczynkowej i kaszlu.

Z wywiadu zebranego od rodziny wynikalo,
ze pacjent przebywal przez 2 tygodnie na Sri Lan-

ce w kurorcie nadmorskim o srednim standardzie,
z dostepem do wydzielonej plazy hotelowej. Pod
koniec pobytu zaobserwowal w obrebie skdry pal-
c6w obu stép zmiany o charakterze plamistym
z pojedynczymi pecherzami wypelnionymi ptynem,
z towarzyszgcym $wiadem. W drodze powrotnej do
Polski, podczas podrézy samolotem, nastapito po-
gorszenie stanu chorego, wystapit kaszel oraz dusz-
no$¢ spoczynkowa. Z tego powodu byl hospitali-
zowany przez 24 godziny w Mediolanie, gdzie roz-
poznano stan astmatyczny i zastosowano leki bron-
chodylatacyjne oraz ciprofloksacyne, uzyskujac
poprawe. Pacjent kontynuowal podr6z powrotna
do kraju samolotem, jednak ponownie doszto do
pogorszenia stanu og6lnego, dlatego bezposrednio
z lotniska zostal przywieziony do Instytutu Gruz-
licy i Choréb Pltuc w Warszawie.

Przy przyjeciu do Kliniki Choréb Wewnetrz-
nych Klatki Piersiowej pacjent byl w stanie ogél-
nym ciezkim, z dusznos$cia spoczynkowa, nasilo-
nym kaszlem, méwil pojedynczymi urywanymi
stowami. W badaniu przedmiotowym zwracaty
uwage liczne Swisty i furczenia nad caltymi pola-
mi plucnymi, nieznaczne obrzeki podudzi oraz
zmiany skérne o charakterze plamisto-pecherzo-
wym ograniczone do skéry palcéw obu stép. Cie-
plota ciala byta prawidlowa. Stwierdzono podwyz-
szone ci$nienie tetnicze do 180/100 mm Hg.
W badaniach laboratoryjnych zwracata uwage leu-
kocytoza 17 tys./mm?® z eozynofilig 3,4 tys./mm®
(20,01%). Podwyzszone bylo stezenie biatka C-re-
aktywnego (CRP, C-reactive protein) — 25,1 mg/l
oraz stezenie IgE — 322 IU/ml. W gazometrii zwra-
cata uwage hipoksemia (PaO,: 64 mm Hg) z prawi-
dlowym ci$nieniem parcjalnym dwutlenku wegla
(PaCO,: 36,8 mm Hg) i saturacja 93,5%. W bada-
niu elektrokardiograficznym stwierdzono rytm
zatokowy, miarowy o czestosci 94/min, lewogram,
bez cech niedokrwienia. W wykonanej tomografii
komputerowej (CT, computed tomography) klatki
piersiowej uwidoczniono mnogie, nieregularne,
okragtawe ogniska zageszczenn miazszowych, oto-
czone réwnie mnogimi, matymi ogniskami mato-
wej szyby. Powyzsze zmiany nie wykazywaty cech
znamiennej dystrybucji — widoczne byly zarow-
no centralnie, jak i obwodowo, rozmieszczone dosé
symetrycznie, we wszystkich polach ptucnych
(ryc. 1A, B). W badaniu ultrasonograficznym jamy
brzusznej, poza cechami stluszczenia watroby
i nieznacznym powiekszeniem §ledziony, nie uwi-
doczniono nieprawidlowo$ci w obrebie pozosta-
tych narzadéw. W badaniu echokardiograficznym
stwierdzono prawidlowe wymiary jam serca, pra-
widlowa grubosé i kurczliwosé obu komér. Nie
stwierdzono cech przeciazenia prawej komory ani
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Rycina 1. Tomografia komputerowa klatki piersiowej na poziomie
ptatéw gérnych (A) i dolnych (B): mnogie obustronne ogniska stabo
wysyconych zageszczen i matowej szyby, czes$¢ z nich zlokalizowa-
na obwodowo

Figure 1. Chest CT scans on the level of upper lobes (A) and lower
lobes (B) show multiple, bilateral, poorly defined consolidations and
ground-glass attenuation areas, some of them peripherally

nadci$nienia ptucnego. Ultrasonografia zyt gtebo-
kich konczyn dolnych nie wykazata zmian zakrze-
powych. Od pierwszej doby wlaczono salbutamol
oraz budezonid w nebulizacji, metyloprednizolon
w dawce 40 mg/dobe dozylnie oraz antybiotykote-
rapie — amoksycyline z kwasem klawulanowym
i klarytromycyne, obserwujac stopniowa poprawe
stanu ogblnego i ustepowanie dolegliwosci.
Wobec niejasnego obrazu klinicznego posze-
rzono diagnostyke o liczne badania dodatkowe.

W badaniu bezposrednim plwociny nie uwidocznio-
no pratkéw kwasoopornych. Z posiewu ogélnego
plwociny wyhodowano flore fizjologiczng drég
oddechowych i nie uzyskano wzrostu grzyboéw.
Wykluczono zakazenie wirusem grypy. Nie stwier-
dzono przeciwcial przeciwko M. pneumoniae,
Ch. Pneumoniae, L. pneumophila. Wykluczono za-
kazenie wirusem zapalenia watroby B i C oraz ludz-
kim wirusem uposledzenia odpornosci (HIV, hu-
man immunodeficiency virus). W teécie metoda
ELISA stezenie przeciwcial przeciwko cytoplazmie
neutrofiléw (c-ANCA, cytoplasmic anti-neutrophil
cytoplasmic antibodies) wynosito 40,58 RU/ml.
W czwartej dobie hospitalizacji stwierdzono
nowe zmiany skérne w postaci cienkich serpenty-
nowatych linii wychodzacych z obecnych wcze-
$niej pecherzy na skérze obu stép (ryc. 2A, B).
Dermatolog rozpoznal LCM i zalecit toalete rany
oraz chlorek etylu w aerozolu. Specjalista choréb
zakaznych potwierdzil rozpoznanie i zalecit sto-
sowanie albendazolu. Z uwagi na obecno$¢ astmy
w wywiadzie, objawy bronchospastyczne, eozyno-

07y
i

Rycina 2. Serpentynowate zmiany skdérne z maceracjg naskorka
wywolane przez Ancylostoma brasiliense w okolicy grzbietowej
i bocznej lewej stopy (A) oraz na stronie grzbietowej prawej stopy (B)

Figure 2. Erythematous, serpiginous tracks and interdigital mace-
ration caused by Ancylostoma brasiliense on the lateral and dorsal
part of left foot (A) and dorsal part of right foot (B)
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Rycina 3 A, B. Tomografia komputerowa klatki piersiowej wykonana po leczeniu: catkowite ustgpienie obserwowanych wcze$niej zmian
ptucnych

Figure 3 A, B. Chest CT scans after treatment show a total resolution of previously observed lung lesions

filie krwi obwodowej, podwyzszone stezenie IgE,
oraz podejrzenie naciekéw eozynofilowych w plu-
cach, nie zdecydowano sie na podanie albendazo-
lu doustnie, obawiajac sie naglego uwolnienia an-
tygenéw nicieni i nasilenia reakcji nadwrazliwo-
ci. Po kolejnej konsultacji specjalisty choréb za-
kaznych podawano albendazol miejscowo w posta-
ci papki. Kontynuowano steroidoterapie, stosujac
prednizon w dawce 35 mg/dobe doustnie. Po ko-
lejnych 3 dobach leczenia obserwowano dalsza
poprawe stanu ogdélnego pacjenta. Ustapita dusz-
nos¢, zmniejszy! sie kaszel. Zmiany skérne ulegly
ograniczeniu. W celu ewentualnego uwidocznie-
nia obecnosci pasozyta w ukladzie oddechowym
zaplanowano bronchoskopie, jednak chory nie
wyrazil zgody na przeprowadzenie zabiegu.
W badaniu cytologicznym plwociny stwierdzono na-
blonki ptaskie oraz pojedyncze granulocyty, gtéw-
nie kwasochtonne, nie uwidoczniono natomiast
larw pasozytéw. Pod koniec hospitalizacji wyko-
nano spirometrie, ktéra byta prawidtowa. W oce-
nie wydolno$ci wysitkowej za pomoca 6-minuto-
wego testu marszu pacjent pokonat dystans 668 m,
bez desaturacji. Chorego wypisano do domu w sta-
nie ogélnym dobrym, z rozpoznaniem kwasochlon-
nego zapalenia pluc w przebiegu LCM. Zalecono
kontynuacje doustnej steroidoterapii (prednizon
25 mg/d.) oraz terapii miejscowej albendazolem do
czasu ustapienia zmian skérnych. Zaplanowano
kontrolna hospitalizacje po 3 miesigcach.

W grudniu 2010 roku pacjent zostal ponow-
nie przyjety do kliniki w celu wykonania badan

kontrolnych. Byl w stanie ogélnym dobrym i nie
zglaszal dolegliwosci ze strony ukladu oddechowe-
go. Jak wynikato z wywiadu, chory nie zastosowat
sie do zalecen szpitalnych i pod koniec wrzeénia
odstawit wiekszos¢ lekow, w tym glikokortykoste-
roidy. W badaniu przedmiotowym nie stwierdzo-
no zmian ostuchowych nad polami ptucnymi.
Dostepne w badaniu wezly chlonne nie byly po-
wiekszone. Obserwowane wczesniej na stopach
zmiany skérne catkowicie ustapity (ryc. 3A, B).
Liczba eozynofiléw we krwi obwodowej obnizyta
sie z 3400 do 1500/mm®. Nie stwierdzono obecno-
Sci przeciwcial przeciwjadrowych, miano c-ANCA
obnizylo sie do 11,8 RU/ml. W kontrolnym bada-
niu CT klatki piersiowej stwierdzono catkowita
regresje opisywanych wczeéniej zmian o charak-
terze nieregularnych, okraglych zageszczen i ma-
towej szyby (ryc. 4A, B). Chorego, w stanie ogél-
nym dobrym, wypisano do domu z zaleceniem dal-
szej kontroli ambulatoryjne;j.

Omodwienie

W prezentowanym przypadku lokalizacja
i wyglad serpentynowatych zmian na skérze obu
stop, szybkos¢ migracji pasozyta, a takze pobyt
pacjenta w Azji Poludniowej pozwolily rozpoznaé
LCM wywotany przez Ancylostoma brasiliense.
Bezposrednia diagnostyka parazytologiczna nicieni
zwierzecych, bytujacych w skérze cztowieka przy-
padkowo i nierozwijajacych sie do postaci dojrza-
tej, nie byta w tym przypadku mozliwa. Biopsja lub
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Rycina 4 A, B. Catkowite ustgpienie zmian skdérnych po 6 tygo-
dniach leczenia

Figure 4 A, B. A total resolution of previously observed skin lesions
after 6 weeks of treatment

wycinki chorobowo zmienionej skéry nie sa jed-
nak konieczne do ustalenia rozpoznania, cho¢
moga nierzadko uwidoczni¢ postaé larwalna we-
drujacego nicienia i tkankowe nacieki eozynofilo-
we [9].

W LCM czlowiek jest zywicielem przypadko-
wym i larwa nie przedostaje sie do glebszych
warstw skéry oraz innych narzadéw. Jednakze spo-
radycznie moze dochodzi¢ do zajecia innych na-
rzadéw. W jednym przypadku stwierdzono Ancy-
lostoma brasiliense w blonie §luzowej jelita cien-
kiego [10]. Opisano tez pacjenta z objawami ze stro-
ny uktadu oddechowego i zajeciem przez nicienie
miesni szkieletowych [11]. U kolejnego chorego
z LCM donoszono o obecnosci larwy nicienia
w plwocinie [12].

W opisywanym przypadku przyczyna zmian
migzszowych w plucach mégl by¢ zatem odczyn
na bezposrednia inwazje pasozyta w uktadzie od-
dechowym, odczyn zwiazany z obecnos$cig paso-
zyta w skorze (zesp6l Lofflera) lub inna postaé
eozynofilowego zapalenia pluc, lub tez zakazenie
bakteryjne czy wirusowe u chorego ze skérng cho-
roba pasozytnicza.

Ze wzgledu na brak zgody pacjenta na wyko-
nanie bronchoskopii nie udato sie pobraé¢ wydzie-
liny oskrzelowej do badania w kierunku obecno-
§ci pasozyta. W 3-krotnie wykonanym badaniu
plwociny nie znaleziono jednak larw nicieni, ob-
serwowano natomiast komorki kwasochtonne.
W posiewach i badaniach serologicznych nie udoku-
mentowano zadnego zakazenia bakteryjnego. Wy-
niki badan w kierunku grypy byty ujemne. Nie byto
zatem przeslanek, aby rozpozna¢ inwazje nicienia
do pluc czy zapalenie pluc wywolane innym pa-
togenem. Opisywane zmiany migzszowe byly wiec
najprawdopodobniej naciekami eozynofilowymi,
ktére ustapily po stosunkowo kréotkim okresie kor-
tykoterapii.

W Polsce do pasozytéw najczeSciej wywolu-
jacych eozynofilie ptucna zalicza sie: gliste ludzka
(Ascaris lumbricoides), wloénia kretego (Trichinel-
la spiralis) i gliste psia (Toxocara canis). Rzadsza
przyczyna odczynu eozynofilowego jest zakazenie
tegoryjcem dwunastnicy (Ancylostoma duodenale),
wegorkiem jelitowym (Strongyloides stercoralis)
i tasiemcami (Echinococcus sp.). Postuluje sie
2 mechanizmy wystgpowania naciek6w z komérek
kwasochtonnych w plucach: w przebiegu bezpo-
sredniej inwazji (np. Strongyloides stercoralis) lub
w przebiegu reakcji nadwrazliwosci typu I na an-
tygeny pasozyta (np. Ancylostoma spp.).

W 1932 roku Loeffler opisal zesp6t charakte-
ryzujacy sie wystepowaniem przemijajacych nacie-
kéw w plucach z towarzyszaca eozynofilig we krwi
obwodowej o niejasnej etiologii. W p6zniejszym
okresie wykazano, ze zesp6l ten w wiekszosci przy-
padkéw wystepuje w przebiegu zakazenia pasozy-
tami i otrzymat nazwe prostego eozynofilowego
zapalenia pluc [12].

W 1946 roku Wright i Gold [13] po raz pierw-
szy opisali zespdl Loefflera w przebiegu LCM.
W latach 1943-1944 obserwowali oni 76 przypadkéw
LCM, u 26 chorych odnotowano zmiany w plu-
cach. Juz wéwczas sugerowano, ze eozynofilia
plucna byta w tych przypadkach reakcja nadwraz-
liwoéci na antygeny pasozyta obecne w skérze,
cho¢ do dzi$ nie zostalo to udowodnione. Od cza-
su doniesienia Wrighta i Golda opisano w pi$mien-
nictwie tylko 8 nowych przypadkéw zmian pluc-
nych w przebiegu LCM [8]. Chociaz przyjmuje sie,
ze u 50% chorych z LCM moze dochodzi¢ do prze-
mijajacych naciekéw kwasochtonnych w ptucach,
to z powodu skapych objawéw powiklanie to nie
jest czesto rozpoznawane [14, 15].

Z uwagi na tagodny i samoograniczajacy sie
charakter patologii ptucnej chorzy nie wymagaja
przewaznie leczenia [16]. Jednak w opisanym przy-
padku nasilenie zmian chorobowych i ciezki stan
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chorego w chwili przyjecia nie byly typowe dla
zespolu Loefflera. W réznicowaniu brano zatem
réwniez pod uwage ostre eozynofilowe zapalenie
pluc jako reakcje na zakazenie pasozytem.
W ostrym eozynofilowym zapaleniu ptuc docho-
dzi czesto do burzliwych objawéw ze strony ukta-
du oddechowego, z cechami niewydolnosci oddy-
chania [14, 15, 17]. Ta posta¢ eozynofilii ptucnej
moze mie¢ charakter idiopatyczny, ale opisywano
ja rowniez jako odczyn polekowy i sporadycznie
jako reakcje na zakazenie pasozytnicze [14, 18].
Steroidoterapia i eliminacja czynnika sprawczego
powoduja na ogoét szybka poprawe. Jest to najbar-
dziej prawdopodobne rozpoznanie w opisywanym
przypadku.

Z uwagi na region geograficzny, w ktérym
wypoczywal chory, nalezato réwniez uwzglednic
eozynofilie tropikalng wywotana przez zakazenie
filariami Wuchereria bancrofti i Brugia malayi, do
ktérego dochodzi poprzez ukaszenie komar6w na
obszarach endemicznych. Choroba ta przebiega
z napadami duszno$ci nocnej, goraczka i znaczna
eozynofilia. Filarie rozprzestrzeniajg sie droga na-
czynh chlonnych, wywotujac objawy obrzeku lim-
fatycznego, jednak w przypadkach eozynofilii
tropikalnej nie obserwowano typowych zmian
skérnych [15]. Choroba rozwija sie zwykle po diuz-
szym pobycie na obszarze endemii. W opisywanym
przypadku choroba ta byta mato prawdopodobna
z powodu krétkiego okresu narazenia oraz wyraz-
nych objawéw skérnych typowych dla LCM.

Stwierdzenie astmy w wywiadzie mogtoby by¢
argumentem za rozpoznaniem w opisywanym
przypadku zespotu Churga-Strauss. Za jakas posta-
cig zapalenia naczyn moglyby przemawiaé¢: pod-
wyzszone stezenia c-ANCA oraz utrzymujaca sie
wysoka eozynofilia we krwi obwodowej, pomimo
ustapienia objaw6éw zakazenia pasozytem. Prze-
ciwko rozpoznaniu zapalenia naczyn przemawia
jednak brak zmian w innych narzgdach, poza ukia-
dem oddechowym, oraz trwatle cofniecie sie zmian
w plucach i obnizenie miana przeciwciat c-ANCA
po stosunkowo krétkim okresie kortykoterapii.
Niemniej obecno$é przeciwcial przeciwko cytopla-

zmie neutrofiléw oraz przewlekajacy sie charak-
ter eozynofilii w opisywanym przypadku wyma-
gaja dalszej skrupulatnej obserwacji chorego.

Zaprezentowany przypadek ilustruje wiec
rzadka sytuacje kliniczna wspélistnienia eozynofi-
lowego zapalenia pluc i LCM oraz kontrowersje do-
tyczace zwiazku przyczynowego tych dwéch zespo-
16w chorobowych.
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