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CARTAS - CASO CLINICO

Caso de eritema anular
eosinofilico como apresentacao
inicial de colangite biliar
primaria™**

Prezado Editor,

0 eritema anular eosinofilico (EAE) é doenca cutanea rara
que se apresenta como eritema figurado com curso clinico
imprevisivel. Permanece controverso se o EAE representa
condicao isolada ou variante da sindrome de Wells (SW), mas
seu diagndstico é importante por sua relacdo com diversas
doencas sistémicas e neoplasias malignas. Os autores rela-
tam o caso de um paciente com EAE, o que conduziu ao
diagnostico de colangite biliar primaria (CBP), associacao
nao relatada na literatura.

Paciente do sexo feminino, de 62 anos, com historia
de hipercolesterolemia, veio a consulta por lesdes cuta-
neas muito pruriginosas que se desenvolveram no ultimo
més nas extremidades e no tronco. Nao havia historia
adicional de novos medicamentos, mudancas em produtos
pessoais, picadas de insetos e novos contatos sexuais. Na
anamnese sistémica, referia dor abdominal intermitente
centrada no hipogastrio, astenia, diarreia e perda ponde-
ral ndo intencional de 5kg no ultimo ano. Febre, coluria ou
acolia ndo estavam presentes. O exame fisico mostrou mal-
tiplas placas eritematosas anulares com bordas elevadas e
hiperpigmentacao central escura nos membros inferiores,
superiores e tronco (fig. 1). A histopatologia de lesao cuta-
nea revelou infiltrado linfocitario perivascular superficial e
profundo com numerosos eosinofilos e ‘figuras em chama’’
(fig. 2), apoiando o diagndstico de EAE. Os exames labo-
ratoriais foram notdveis para anticorpos anti-mitocondriais
M2 positivos em titulo 1:640, padrdao colestatico (fosfa-
tase alcalina, 108 Ul/mL; gama-glutamil transpeptidase,
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Figura 1

(A) Placas eritematosas anulares e arciformes com
centro pigmentado nos membros inferiores. (B) Visao detalhada
das lesdes nas coxas.

172 Ul/mL; valores normais de aspartato aminotransferase,
alanina aminotransferase e bilirrubina) e contagem normal
de eosindfilos. Ultrassonografias abdominal e endoscopica
descartaram obstrucdo mecanica do ducto biliar, tumores
e anomalias da vesicula biliar, levando ao diagnostico de
CBP. A paciente melhorou consideravelmente com predni-
sona oral (30 mg/dia), mas apresentou agravamento quando
a medicacéo foi reduzida gradualmente. Acido ursodesoxi-
colico foi iniciado (900 mg/dia) apds o diagnodstico de CBP
sem recidiva das lesdes cutaneas nem sintomas gastrintes-
tinais apos descontinuacao do corticosteroide e seguimento
de nove meses. Nos testes laboratoriais, as enzimas hepati-
cas séricas também diminuiram para niveis normais.

O EAE é doenca cutanea eosinofilica, cronica, remitente-
-recorrente que se apresenta clinicamente como papulas e
placas urticariformes no tronco e nas extremidades, com
bordas elevadas arciformes ou anulares de expansao lenta,
deixando um centro pigmentado.’ Inicialmente descrito em
pacientes pediatricos como eritema anular da infancia,?
ainda nao esta claro se o EAE representa um subgrupo da
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Figura 2
Hematoxilina & eosina, 100x (A), 200x (B e C).

SW (celulite eosinofilica) ou uma doenca independente. Os
achados histopatologicos incluem infiltrado linfocitario peri-
vascular superficial e profundo com numerosos eosinofilos e,
raramente, degeneracao vacuolar da camada basal.® Mesmo
que se acreditasse que o EAE pudesse ser diferenciado da
SW pela auséncia de ‘‘figuras em chamas’’, varios rela-
tos, incluindo o presente caso, provaram que isso estava
errado.”

Quando a cura espontanea nao ocorre, o tratamento
costuma ser eficaz com corticosteroides topicos ou orais
e medicamentos antimalaricos, mas as recidivas apos a
descontinuacao sao comuns.® Qutras opcoes de tratamento
relatadas na literatura sdao dapsona, tratamento especi-
fico associado a cancer, metotrexato, anti-histaminicos,
ciclosporina e minociclina. Casos isolados responderam com
sucesso ao dupilumabe (inibidor de IL-4 e IL-3) e ao ben-
ralizumabe (inibidor de IL-5) - e isso nao é surpreendente,
uma vez que sao inibidores de citocinas do tipo T-helper 2,
e acredita-se que a eosinofilia tecidual desregulada desem-
penhe papel importante na patogénese do EAE.°

O EAE tem sido associado a timoma, carcinoma renal de
células claras, carcinoma de prostata metastatico, doenca
autoimune da tireoide, borreliose, gastrite cronica cau-
sada por Helicobacter pylori, diabetes mellitus, infeccao
por hepatite C, doenca renal cronica, granulomatose eosi-
nofilica com poliangeite, asma, pancreatite autoimune e
hepatite autoimune.” Taxas de recidiva mais baixas e perio-
dos de remissao prolongados foram observados quando essas
doencas associadas sao tratadas adequadamente. Que seja
de conhecimento do autores, a associacao entre CBP e EAE
nao foi relatada anteriormente.
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(A e B) Infiltrado linfocitario perivascular superficial e profundo com numerosos eosindfilos. (C) Figura-em-chama (seta).

Embora a etiologia do EAE permaneca obscura, sugere-se
que ela pode ser o resultado de uma reacao de hipersensi-
bilidade a um antigeno nao identificado.® No caso da CBP,
estudos recentes demonstraram que CCL11, CCL24 e CCL26
séricas sao quimiocinas potentes atrativas para eosinofilos
que sao reguladas positivamente na CBP e poderiam explicar
a possivel associacdo da CBP e a ocorréncia de dermato-
ses eosinofilicas, como o EAE na paciente aqui descrita.’
Além disso, a melhora da CBP e a resolucao das recidivas
das lesdes cutdaneas com acido ursodesoxicélico fornecem
apoio extra para essa associacdo no presente caso.

Em conclusao, os autores apresentam um caso de EAE que
conduziu ao diagndstico de CBP. Quer o EAE seja uma doenca
distinta ou nao, sua presenca deve aumentar a suspeita de
doenca sistémica subjacente, e a investigacao minuciosa do
paciente deve ser realizada.
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