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Resumen

Se denomina Hidatidosis a la zoonosis parasitaria que causa la infeccién de herbivoros o del hombre con
el estado larval (hidatide) de parasitos del género Echinococcus. Objetivo: Revision del tema y presen-
tacion del primer caso en Chile estudiado mediante técnicas de biologia molecular. Caso Clinico: Preesco-
lar de 3 afios 9 meses procedente de Punta Arenas portadora de una hidatidosis mdltiple de 6 quistes (4
pulmonares y 2 hepaticos), trasladada a la V Regién para su tratamiento. Se realiz6 3 cirugias y trata-
miento médico asociado (Albendazol en dosis de 15 mg/kg/dia via oral) durante 73 dias. Las hidatides
extraidas fueron medidas, se efectud estudio de fertilidad y vitalidad e identificacion de cepa de Echinococcus
granulosus mediante técnicas de biologia molecular. La paciente mostré notable mejoria clinica e imagenoldgica,
y mantuvo serologia positiva. El tratamiento fue bien tolerado no presentando reacciones adversas. El
tamafio de las hidatides fluctud entre 6 y 11 cm de didmetro, todas fueron fértiles y vitales en diferente
porcentaje y en todas se identifico cepa oveja de E. granulosus. De regreso en Punta Arenas, a los 4
meses se le detecta una nueva hidatide hepatica que fue extirpada. El complejo manejo de este caso
resultd exitoso.

(Palabras clave: Echinococcus granulosus, Hidatidosis muiltiple, Zoonosis, caso clinico, PCR-RFLP).
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Hepatopulmonary Hydatidosis in a preschool female: case report

A clinical case of multiple hydatidosis is analyzed (4 pulmonary and 2 hepatic) in a 3 years 9 months-
old female coming from Punta Arenas and transferred to the V Region for treatment. She required 3
surgeries and medical treatment with Albendazol 15 mg/k/day oral during 73 days. The evolution was
monitorized with clinical evaluation, biochemistry, hematological parameters, X-rays, axial computed
tomography and serological analysis (ELISA specific IgG). Extracted hydatids were studied in terms of
fertility and vitality, identifying strains of Echinococcus granulosus by means of molecular biology technics.
The patient showed remarkable clinical and radiographical improvement, maintaining positive serology.
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the hydatid fluctuated between 6 and 11 cm? all were fertile and vital in different percentage, and in all
cases strains of E. granulosus were identified. After 4 months back to Punta Arenas, a new hepatic
hydatid was extirpated. The complex handling of this case was successful.

(Key words: Echinococcus granulosus, multiple hydatidosis, zoonosis).
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INTRODUCCION

Se denomina Hidatidosis a la zoonosis
parasitaria que causa la infeccion de herbi-
voros o del hombre con el estado larval
(hidatide) de parasitos del género Echinoco-
ccus'?. En Chile, esta parasitosis es alta-
mente endémica, predominando en las areas
ganaderas, especialmente en la zona sur y
austral del pais®®, constituyendo un proble-
ma de salud prioritario. En el afio 2004, la
tasa de incidencia nacional notificada fue
de 2,1 x 100 000 habitantes, sin embargo, a
pesar de que es una enfermedad de notifi-
cacion obligatoria diaria desde abril de 2000,
segun Decreto Supremo N° 712 del Ministe-
rio de Salud, se ha detectado subnotificacion
de acuerdo a los egresos por hidatidosis en
hospitales publicos®’. En humanos las ta-
sas de incidencia mas altas las registran,
en orden decreciente, las regiones Xl, Xll y
VIIIE,

La diseminacion del parasito se favorece
por habitos y conductas inadecuadas que
facilitan la infeccidon de animales y del hom-
bre, como lo es la alimentacion de perros con
visceras crudas infectadas con quistes hida-
tidicos obtenidas de matanzas familiares o
clandestinas, dado el estrecho contacto la-
boral de ganado, perro y hombre®.

En humanos, la localizacion mas frecuente
del quiste es hepatica en adultos y pulmonar
en nifos™. En la hidatidosis mdltiple la he-
patica se presenta en el 20% de los casos,
y la pulmonar multiple puede ser primitiva o
secundaria®. El tratamiento médico' se usa
en hidatidosis primarias en pacientes ino-
perables, en pacientes con quistes de me-
nos de 7 cm y como suplemento del trata-
miento quirurgico con los quistes de mayor
tamafno. Se prefiere el uso de Albendazol
que actua sobre la germinativa de la hidatide,
al inhibir la sintesis de tubulina citoplasmatica,
bloqueando la absorcién de glucosa por par-
te del parasito y produciendo una alteracion

degenerativa en el reticulo endoplasmico y
en las mitocondrias'.

La cirugia sigue siendo el tratamiento de
eleccion de esta enfermedad, con una mor-
talidad quirdrgica que oscila entre 0,9 y 3,6%",
prondstico que empeora frente a una segun-
da y tercera cirugia aumentando la mortali-
dad a 6% y 20% respectivamente'. La reci-
diva debido a la ruptura espontanea o trau-
matica, a la filtracién durante el acto operatorio
0 a la completa extirpaciéon de los quistes
fluctua entre un 10 y 30% dependiendo del
periodo de seguimiento’s-18,

En esta parasitosis es importante no sélo
complementar el estudio con otros elemen-
tos clinicos de diagndstico, tales como
imagenologia, de laboratorio bioquimico,
inmunoldgico y los antecedentes epidemio-
l6gicos, sino que también, la entrega de in-
formacion profilactica respecto a reinfeccion,
y el seguimiento y control posterior de los
pacientes. Ademas, por el riesgo, la bus-
queda y eventual tratamiento de personas
relacionadas con el caso indice.

Nos parece importante la presentacion
de este caso, por cuanto el manejo de una
hidatidosis multiple en nifios de tan corta
edad no es facil y debido a que es el primer
caso en Chile en el que se realizo la identi-
ficacion de cepa de Echinococcus granulosus
mediante técnicas de biologia molecular.

Caso cLiNIcO

Paciente preescolar de 3 afos 10 me-
ses, sexo femenino, en quien se pesquiso
quistes hidatidicos a partir de un cuadro res-
piratorio agudo de 7 dias de evolucién, en
el Hospital de las Fuerzas Armadas “Ciruja-
no Guzman” de Punta Arenas. En esa ciu-
dad, el examen fisico de la paciente revelo
una gran hepatomegalia indolora que se pro-
longaba casi hasta la fosa iliaca derecha; la
radiografia de térax simple (figura 1) mostré
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Figura 1. Radiografia (A) y esquema (B) de tdrax mostrando 4 quistes pulmonares y la elevacion del

diafragma por los dos quistes hepaticos subyacentes.

dos quistes en hemitérax derecho que ocu-
paban dos tercios del area pulmonar y una
tercera imagen quistica en el &rea basal del
I6bulo superior izquierdo (1/5 de la superfi-
cie pulmonary); la radiografia de abdomen reveld
una imagen quistica que desplazaba las
asas intestinales hacia la izquierda; la TAC
toracoabdominal posterior confirm¢ estos ha-
llazgos (figura 2), no mostrando indicios de
complicacién. El hemograma (13 900 leuco-
citos, con desviacion a izquierda); la VHS
112 mm/hr (2 a 10 mm/hr) y la PCR 120
mg/ml (0-10 mg/ml) justificaron el inicio de
terapia con Ampicilina. El examen de orina
y las pruebas de funcién hepatica se encon-
traban dentro de limites normales y el uro-
cultivo fue negativo.

Realizado el diagndstico de hidatidosis
hepatopulmonar sobreinfectada a través de
criterios clinicos: sintomatologia general (cua-
dro respiratorio, compromiso del estado ge-
neral, estado febril, inapetencia, baja de peso,
palidez) y estudio dirigido a la localizacion
de los quistes: imagenolégicos (radiografia
de térax, tomografia computarizada toraco-
abdominal) y epidemiolégicos (antecedente
de visita a area de riesgo endémico), y de-
bido a la complejidad del caso, fue traslada-
da al Hospital Naval “Almirante Neff” de Vina
del Mar para su tratamiento. Se comple-
mentd el estudio con exdmenes de labora-

torio bioquimico (hemograma, proteina C
reactiva, VHS, urocultivo), cintigrafia de per-
fusién pulmonar y parasitolégico indirecto
(enzimoimunoanalisis 1gG), y se programo
la extirpacion de sus 6 quistes en 3 inter-
venciones. Por requerir UCI pediatrica se
trasladd al Hospital “Carlos van Buren” de
Valparaiso. En el Hospital Naval el estudio
serolégico especifico pre operatorio median-
te kit de enzimoinmunoanalisis (IgG) resultd
positivo 1,4 U (Valor de referencia positivo:

Figura 2. Scanner a nivel hepatico mostrando dos
grandes quistes hidatidicos.
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Mas de 1,11 U). El cintigrama de perfusién
demostré una funcién pulmonar de 94% en
el pulmodn izquierdo y de 6% en el pulmdn
derecho. Se redujo la desviacién a izquierda
del hemograma, la VHS (102 mm/hr) y la PCR
(67 mg/ml), sin llegar a valores normales.

Se administro tratamiento especifico pre
y post operatorio en cada una de las ciru-
gias (Albendazol, 15 mg/kg/dia via oral) e
inicialmente Ampicilina, 600 mg cada 6 hrs,
por via endovenosa, reemplazado por Unasyna
endovenosa 450 mg cada 8 hrs hasta la
remision de cuadro febril. En la primera in-
tervencion, con una PCR ya negativa, se
extirparon 3 hidatides hialinas (intactas) de
I6bulo superior, medio e inferior del pulmén
derecho, mediante hidatitectomia con cierre
de cavidades por capitonaje. La expansion
pulmonar se produjo espontanea y amplia-
mente, sin embargo, la recuperacion se vio
entorpecida por una obstruccion laringea
secundaria a la extubacion accidental, que
prolongd el post operatorio en una semana.

El TAC de control, previo a la segunda
cirugia, mostré presencia de liquido en la
cavidad perihidatidica (normalmente virtual)
lo que se interpretd como posible ruptura de
las hidatides hepaticas (figura 3a y 3b), mo-
tivo por el cual se adelanté la segunda in-
tervencién para extirpar las 2 hidatides del
I6bulo derecho del higado mediante el “par-
to” de las larvas y cierre de las cavidades
por capitonaje, donde se constatd hidatides
intactas (figura 4) y abundante liquido en el
espacio perihidatidico. El post operatorio fue
adecuado.
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En el ambito parasitario, con consenti-
miento informado del padre de la menor, se
realizé el andlisis macro y microscopico de
las hidatides extirpadas; se estudio la fertili-
dad vy la vitalidad de los protoescdlices para
confirmar el diagndstico y medir la respues-
ta a la terapia médica.

Para la identificacion de la cepa de Echino-
coccus granulosus, se extrajo ADN de protoes-
colices mediante QlAamp (QIAGEN Lab
USA), se realizé Reaccion de la Polimerasa
en Cadena (PCR) con partidores basados
en las regiones altamente conservadas del
extremo 3' del gen rRNA 18S (“primer” BD1)
y dentro del gen ARNr 5,8S (“primer” rever-
s0 4S)?' para amplificar una banda de 0,9 a
1,0 Kb correspondiente al fragmento del
espaciador transcrito interno 1 (ITS 1) del
ADN ribosomal de E. granulosus y poste-
riormente Polimorfismo de la Longitud de
los Fragmentos de Restriccion (RFLP) con
5 endonucleasas de restriccion (Alul, Cfol,
Mspl, Rsal y Tagql), resultados que fueron
comparados con una muestra de protoes-
colices de oveja (Neira P. Identificacién de
las cepas de E. granulosus involucradas en
la hidatidosis humana en algunas zonas de
Chile. Tesis de Magister en Ciencias Biol6-
gicas Mencion Parasitologia Universidad de
Chile, 2001. Observaciones no publicadas).

El estudio indirecto consistio en 3 sero-
logias de control mediante ELISA IgG a la
paciente y una a cada uno de los integran-
tes del grupo familiar.

En el ambito epidemioldgico, se investi-
g0 dirigidamente por contacto con perros y

Figura 3. Comparacién de imagenes de un quiste hidatidico hepatico, pre (3a) y post (3b) tratamiento

con Albendasole (por 45 dias).
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Figura 4. Hidatides hepaticas luego del “parto”.

se realizé posterior estudio seroldgico a la
familia e imagenolégico en su hermano me-
llizo. Se entregd informacion profilactica al
padre de la menor para evitar reinfeccion.

Al cabo de otro mes, usando la misma
técnica quirdrgica se procedio a la tercera
intervencion para extirpar del pulmén izquierdo
una hidatide, de consistencia flacida, rodea-
da de abundante liquido turbio y fibrina
recubriendo la cavidad (adventicia), en cuyo
fondo se aprecié una fistula bronquial burbu-
jeante de 0,5 cm de didmetro. La paciente
evoluciond sin complicaciones en el post
operatorio.

La terapia con Albendazol se prolongd
por un mes luego de la Ultima intervencion
totalizando 73 dias y no se presentaron re-
acciones adversas.

Meses después, se le extirpd una nueva
hidatide hepatica de 6 cm, previamente no
detectada. No se poseen mas antecedentes
de esta intervencion, realizada en Punta Are-
nas.
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En el Laboratorio de Parasitologia, el es-
tudio macroscdpico reveld los tamarios de las
hidatides mostrados en la tabla 1. El estudio
de fertilidad fue positivo en las 6 hidatides
(contenian protoescélices y escélices) y to-
das se encontraban vitales (con movimiento
y sin tincion al Azul de Evans en dilucion
1:10) en diferente porcentaje (tabla 1). En las
hidatides hepaticas se observo retraccion de
la germinativa y deformacién de los
protoescdlices. A diferencia de las hidatides
anteriores, la extraida de pulmoén izquierdo
presentaba consistencia flacida.

Los estudios mediante PCR-RFLP permi-
tieron la identificacién de cepa oveja en to-
das las hidatides, la que no mostré diferen-
cias con los resultados de protoescdlices de
hidatides obtenidas de oveja. Las serologias
de control, efectuadas en laboratorio de re-
ferencia, mediante ELISA IgG especifica
fueron positivas en el caso indice y negati-
vo en los 4 constituyentes de su grupo fa-
miliar (padre, madre, dos hermanos). El es-
tudio mediante imagenologia torécica y ab-
dominal resulté negativo para hidatidosis en
su hermano mellizo.

A la fecha, su familia se ha trasladado a
residir en la V2 Regién, la menor mantiene
serologia IgG positiva y se encuentra en
perfectas condiciones de salud.

Discusion

El diagnostico de hidatidosis multiple con
seis larvas de gran tamafo (tabla 1) es in-
frecuente en pacientes pediatricos preesco-
lares'”. Si bien, la cirugia continta siendo el
tratamiento de eleccién de la hidatidosis, la
complejidad de su manejo y la mortalidad

Tabla 1. Vitalidad de protoescélices post tratamiento con Albendasole (15mg/kg peso/dia)

Cirugia Tamaiio del Tratamiento con Vitalidad (%)
quiste (cm) Albendasole (dias)
Pulmonar derecha 1 18 100
Pulmonar derecha 8 18 100
Pulmonar derecha 5 18 100
Hepatica 7 45 30
Hepatica 6 45 20
Pulmonar izquierda 6 73 100
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quirdrgica reportada' 4, justifica el interés de
comunicar estos hallazgos. En el presente
caso, la técnica quirdrgica usada en todas
las extirpaciones de las hidatides fue la mas
conservadora, sin embargo, el procedimiento
debid ser extremadamente riguroso teniendo
en consideracion la fragilidad de la cuticula
de las larvas, casi transparentes de tan del-
gadas (figura 4).

La presencia de hidatides de diferente
tamano en cada érgano (tabla 1), nos indu-
ce a pensar en una infeccion primitiva reite-
rada en el tiempo, habiendo alcanzando hasta
11 c¢cm en un periodo de s6lo meses. Dada
la diferente densidad de los érganos, es 16-
gico pensar que las hidatides presentaran
mayor crecimiento en pulmon que en higa-
do, como se encontré en este caso y en la
serie clinica reportada por Noemi y cols,
20083. Hacia fines de la década de los '70,
observamos un caso similar en un nifio de 3
anos procedente de zona rural de la V Re-
gién, que fue atendido en el ex Hospital
Enrique Deformes de Valparaiso, con 6
hidatides hepéticas de entre 4 y 5 cm de
didmetro (caso no publicado).

Pareciera en este caso que la terapia pro-
longada con albendazol preoperatorio no ha-
bria sido efectiva en la proteccion de una
eventual siembra secundaria, pues las
hidatides estaban vivas. Sin embargo, ello
no nos informa acerca de la infectividad de
los protoescdlices, hecho que no se pudo
corroborar mediante inoculacién experimen-
tal en el laboratorio. En el caso citado del
ex Hospital Enrique Deformes, se indujo
iatrogénicamente siembra peritoneal para
poder extraer las hidatides. El tratamiento
con Mebendazol (15 mg/kg/dia) en una cura
de dos meses (pre y post operatorio) con-
trolado por 15 afos, no mostré signos de
hidatidosis secundaria.

Resulta notorio el efecto macro y micros-
copico de la terapia médica sobre los para-
sitos. La extirpacion de la hidatide del pul-
mon izquierdo y las dos hepaticas, demos-
tré una retraccion de la larva que generé un
espacio periférico ocupado por un liquido, lo
que corresponderia a un signo imagenoldgico
util para observar respuesta a la terapia
médica, interpretado como mejoria (reduc-
cion mayor o igual a 25% o cambios signifi-
cativos como doble arco, signo del camalote
o cavitacion en la radiografia de tdrax), de
acuerdo a pauta de Keshmiri y cols, 199918,

La comunicacién de la cavidad perihida-
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tidica con un bronquio, induce a pensar que
correspondio al foco infeccioso respiratorio
que la aquejo inicialmente. Cabe la interro-
gante ¢ En cuanto tiempo mas se habria pro-
ducido la ruptura con vomica?

El diferente efecto del Albendazol (ta-
bla 1) sobre los pardsitos pulmonares y los
hepaticos podria explicarse por las distintas
densidades de los parénquimas y la diferen-
te concentracion del derivado del farmaco
en ellos. Por otra parte, en quistes hepati-
cos viables, se ha demostrado concentra-
ciones intraquisticas de 0,34 ug/ml de
sulfoxido de albendazol versus 0,13 ug/ml
en no viables, lo que corresponde a 15% de
la concentracién plasmatica del mismo deri-
vado, considerandose inefectivo como
escolicida al ser administrado por 4 dias en
el preoperatorio inmediato'®, en el caso pre-
sentado se superé ampliamente el tiempo
de tratamiento médico observandose cam-
bios morfoldgicos y menor vitalidad de los
protoescélices (figura 3, tabla 1). A nivel
pulmonar, el tratamiento con dos ciclos de
30 dias para quistes univesiculares meno-
res de 5 cm, ha demostrado ser exitoso, sin
recidivas en 10 pacientes controlados por
56 meses a 16 afos?.

Con relacién al 7° parasito hepatico, ex-
tirpado en Punta Arenas, desconocemos si
se traté de una reinfeccién, una recidiva o
del crecimiento rapido de una hidatide no
detectada previamente. Resulta dificil que
haya pasado inadvertida al exhaustivo estu-
dio durante los tres meses de tratamiento y
que no hubiese sido afectada, al igual que
el resto, luego de la prolongada terapia con
albendazol. Si en menos de un afo desarro-
[16 quistes de 11 cm, bien pudo reinfectarse
de regreso a la zona endémica y alcanzar
esta larva un diametro de 6 cm en cuatro
meses. Sin embargo, cabe la posibilidad de
que corresponda a una cepa resistente al
Albendazol.

El estudio de esta infeccion parasitaria,
si bien es cierto, comienza con la historia
clinica, uno de los factores importantes es
la busqueda de antecedentes epidemioldgicos
que orienten la exposicion al riesgo de in-
feccién del paciente con hidatidosis?2. En el
presente caso, la anamnesis reveld la au-
sencia de perros en el hogar, la residencia
desde hace un afo en la XII Regién y el
haber visitado areas de riesgo endémico, por
lo que su infeccidn, de rapida evolucion, se
habria producido en Punta Arenas.
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Con relacién a las técnicas imagenoldgicas,
siendo de gran utilidad en el apoyo de la
hipdtesis diagndstica de una hidatidosis, es
conveniente complementarlas con la serologia
especifica, que en este caso fue positiva.
Actualmente se usa ELISA IgG por su sensibi-
lidad (86%) y especificidad (93%)%?¢. Sin em-
bargo, ni la serologia ni la imagenologia otor-
gan la certeza diagnostica, ésta solo se logra
visualizando el parasito o sus elementos.

El haber detectado sélo la cepa oveja en
todas las hidatides (salvo la 7° que no pudo
ser estudiada), nos podria indicar que la fer-
tilidad, vitalidad y la resistencia de los
protoescélices a la terapia médica no de-
penderian de la cepa de E. granulosus
involucrada sino del hospedador o de la re-
lacion hospedador-parasito, del lugar en que
se asienta la hidatide (densidad del tejido) y
del tamano alcanzado por el quiste. Iguales
hallazgos en 24 quistes extraidos de 20 pa-
cientes de diferente procedencia del pais
se han obtenido en la identificacion de ce-
pas de E. granulosus (Neira P. Identifica-
cion de las cepas de Echinococcus granulosus
involucradas en la hidatidosis humana en
algunas zonas de Chile; 2001. Tesis de
Magister en Ciencias Bioldgicas mencion
Parasitologia, Universidad de Chile).

El rapido crecimiento de las hidatides
observado en esta paciente, en el anterior
comentado y en la serie de Noemi y cols,
2003', nos permite concluir que el concep-
to de que una hidatide crece un centimetro
por afno, podria ser valido en adultos pero
no en casos pediatricos, situacion que re-
quiere ser revisada.

CONCLUSION

Nada podria concluirse a partir de un solo
caso, sin embargo, en todas las hidatides
estudiadas hasta ahora en Chile se ha identi-
ficado cepa oveja de E. granulosus (Neira P,
Tesis de Magister).El manejo de este caso
de hidatidosis multiple tuvo resultados exitosos.
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