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RESUMO: Objetivo: Rever, usando a metodologia de analise secundaria de dados, os casos descritos de
doenga hidatica policistica (DHP) pelo Echinococcus vogeli, quanto as caracteristicas clinico-epidemioldgicas,
de evolugdo e procedimentos terapéuticos. Método: Foram usados cinco bancos eletronicos; anais de even-
tos cientificos da area de Medicina Tropical; livros textos; consultas aos indices remissivos de revistas ndo-
indexadas e a especialistas. As 52 varidveis estudadas foram categorizadas para cada caso de DHP e registradas
em ficha-padréo. Somente foram incluidos os casos com comprovagao histoldgica e/ou parasitologica do E.
vogeli. Resultados: Foram recuperados 131 trabalhos publicados ¢ uma comunicago pessoal, sendo grande
parte com somente um caso descrito, ¢ entre estes apenas 17 (12,9%) tinham casos com comprovagao do
agente etiologico, com um total de 44 pacientes: 52,3% do sexo masculino; média de idade de 45,0 (+ 16,7)
anos; e 50% descritos no Brasil. A presenga de massas e a dor abdominal foram registradas em 94,7% (18/19)
€92,6% (25/27), respectivamente. Nao houve diferenga estatistica (p>0,20) entre os resultados do tratamento
clinico (albendazol) e cirargico, mas as freqiiéncias de “sem éxito” foram, respectivamente, de 0% e 28,6%, ¢
as de obitos de 0% e 21,4%. Conclusdes: A maioria dos trabalhos sobre a DHP ndo tem pacientes com
comprovacgdo etiologica e, conseqiientemente, ¢ possivel que parte do conhecimento clinico atual sofra
mudangas significativas por investigagoes futuras. De outra parte, os dados levantados indicam que a melhor
opgdo terapéutica, nos casos irressecaveis, € o uso de albendazol.

Descritores: Echinococcus vogeli; Equinococose; Métodos; Analise estatistica; Terapéutica; América Latina.
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INTRODUGAO

A equinococose tem quatro agentes
etioloégicos: Echinococcus granulosus, de
distribui¢do mundial; E. multilocularis, que ocorre no
hemisfério norte (Europa, Canadd ¢ Alaska); F.
oligarthrus e E. vogeli, ambos agentes etiologicos
da doenga hidatica policistica (DHP) e de ocorréncia
nas areas tropicais!'?.

Até 1997, somente haviam sido descritos
casos de doenca hidatica policistica nas Américas
Central e do Sul'?, quando foram publicados dois casos
humanos, na india, de localiza¢o submandibular, nos
quais o agente etiologico foi o E. oligarthrus *°. A
doenca hidatica policistica, devido ao E. vogeli, ja foi
descrita desde o Panama® até a regido sudeste do
Brasil’, mas a maioria dos casos brasileiros ¢
proveniente dos Estados do Acre ¢ Para 31!,
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O E. vogeli acomete mais freqlientemente
o figado, mas também os pulmoes, o peritonio, en-
tre outros 6rgdos ''°. A maioria dos pacientes tem
como queixa principal massa(s) palpavel(is) em
hipocondrio direito e, por vezes, com sinais e
sintomas de insuficiéncia hepatica'*'®. Da mesma
forma, a maioria dos pacientes reside em areas de
floresta tropical e possuem caes que auxiliam na
caca de pacas (Cuniculus paca), hospedeiros
intermediarios da doenga, e que t€m lesdes cisticas
no figado!".

Na natureza, as pacas, ao serem predadas
pelo cao selvagem (Speothos venaticus),
transmitem a infeccdo através da forma larvaria
do parasita que ¢ ingerida pelo cdo, levando ao
desenvolvimento de vermes adultos (estrobilos) do
E. vogeli no seu intestino. Os estrobilos possuem
trés proglotes, sendo o tltimo com ovos férteis e
que sdo eliminados com as fezes do hospedeiro
definitivo. Incidentalmente, o cdo doméstico passa
a fazer parte do ciclo do E. vogeli ao ser alimentado
com visceras de pacas infectadas e, pelo mesmo
mecanismo que ocorre no c@o selvagem, passam
a contaminar o meio ambiente ou diretamente o ser
humano pela transmissdo feco-oral 22%*2. Nos
hospedeiros, intermediario (paca) ou acidental
(pessoa humana), os ovos, ao chegarem ao duodeno,
perdem o involucro externo liberando a oncosfera,
a qual, com auxilio dos aculeos, atravessa a parede
intestinal e penetra nos vasos mesentéricos, atinge
a circulacao porta e se aloja no figado. A oncosfera
pode também ultrapassar a circulagdo hepatica,
ganhar a circulacdo pulmonar e ai se alojar ou em
outras localiza¢des®.

No ciclo silvestre, o hospedeiro intermediario
apresenta cisto hidatico apenas com proliferagdo
endogena de vesiculas proligeras, e a doenga tem
manifestagdes mais brandas, parecendo haver uma
certa adaptacdo entre o parasita e o hospedeiro.
Contudo, na espécie humana, ocorre proliferacdo
endogena e exodgena das vesiculas, que crescem
em todas dire¢des, assumindo um carater muito
mais agressivo?*. Os casos humanos descritos sdo
isolados ou fazem parte de pequenas séries. Ha

lacunas no conhecimento clinico que justificam o
presente estudo, realizado com metodologia de
revisdo secundaria de dados, ¢ com objetivo de
delinear o quadro clinico mais prevalente ¢ a
melhor conduta terapéutica disponibilizada até o
momento.

METODO

Foi usada a estratégia de busca em cinco
bases de dados (LILACS?, MEDLINE®, EMBASE-,
THE COCHRANE LIBRARYY ¢ WEB OF
SCIENCE?®), porque o uso de uma base isolada pode
reduzir a sensibilidade e a precisdo da pesquisa®?’.

Também foi utilizada a consulta a
especialistas, em busca de dados publicados ou nao;
publicacdes nos indices remissivos de revistas nao-
indexadas; banco de dados de trabalhos de conclusdo
de cursos (monografias, dissertagcdes e teses); anais
de congressos e jornadas cientificas da area de
Medicina Tropical do Brasil e da América Latina e
adicionalmente, foram contactados os chefes de
servicos de Anatomia Patoldgica e Medicina Tropical
da regido Norte do Brasil (por telefone e correio
eletronico) e os sécios (correio eletronico) da
Sociedade Brasileira de Patologia (SBP), com o
objetivo de levantar casos ndo-publicados ou
publicados em perioddicos ndo-indexados.

No processo de selecdo das publicagdes
foram observados os seguintes critérios de inclusdo:
1. estudo com relato de caso ou série de casos de
doenca hidatica policistica pelo E. vogeli, com
confirmacao histopatologica e/ou parasitoldgica; 2. em
caso de informagdes ndo-publicadas, a concordancia
do especialista ou chefe do servigo em fornecer os
dados dos pacientes.

Nas consultas as cinco bases de dados
eletronicos, as referéncias bibliograficas foram
levantadas a partir das seguintes estratégias e
palavras-chaves, visando encontrar a maior quantidade
possivel de artigos, sem considerar que o assunto fosse
o tema principal ou ndo: a) (Echinococcus vogeli
OR E vogeli OR vogeli) NOT vogeli [AU]; b)
(“Echinococcosis”’[MESH] OR “echinococcus”

(a)http://www.bireme.br/cgi.bin/wxislind.exe/iah/online/?IsisScript=iah/iah.xis&base=LILACS&lang=p
(b)http://www.bireme.br/cgi.bin/wxislind.exe/iah/online/?IsisScript=iah/iah.xis&base=MEDLINE&lang=p

(c) http://www.elsevier.com/homepage/sah/spd/site/index.html
(d) http://www.bireme.br/cgi-bin/wxislind.exe/iah/cochrane/
(e) http://www.wos.mimas.ac.uk
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[MESH]) AND vogeli NOT vogeli [AU]. Essatltima
estratégia foi usada com a finalidade de excluir da
pesquisa as referéncias que mencionavam
exclusivamente a palavra vogeli no “abstract”. Os
levantamentos abrangeram o periodo entre 1972 (ano
em que foi descrito o E. vogeli)® a junho de 2002.
Nesse processo de selecao, foram excluidos aqueles
trabalhos sobre o cestodo Diphyllobothrium vogeli
e o protozoario Babesia canis vogeli, bem como a
palavra vogeli como “autor”.

Na elaboragao da lista de critérios de avaliacdo
dos casos e dos estudos (relato de caso ou séries de
caso), foi planejada uma ficha de coleta de dados,
contendo variaveis sobre aspectos demograficos,
epidemiologicos, clinicos, e terap€uticos. Dessa forma,
para cada caso descrito de equinococose por E. vogeli
era possivel o registro de até 59 informagdes, distribuidas
nos seguintes grupos: (1) identificacdo do estudo:
autor(es), ano de publicagdo, nimero do trabalho e
numero do caso; (2) tipo de estudo: se relato de caso,
série de casos de doenga hidatica policistica pelo
E. vogeli ou outro tipo de estudo; (3) caracteristicas
dos pacientes (sexo; idade; naturalidade; procedéncia;
regido da procedéncia; ocupagdo; habito de cacar ou
ingerir carnes de animais silvestres e criagao de caes);
(4) bases do diagnostico clinico, laboratorial e de imagem;
(5) tipos de intervengdo: se tratamento clinico e/ou
cirargico, com as respectivas especificagdes
(quimioterapico, dose, duragdo ou tipo da cirurgia); e
(6) os resultados decorrentes do tratamento (cura;
melhora clinica; estado inalterado; piora clinica ou 6bito).
Entre as 59 informagoes, foram excluidas da analise,
as relacionadas a identificacdo do estudo, restando 52
sobre cada caso levantado.

Como houve uma ficha para cada caso
descrito, os trabalhos com dois ou mais casos foram
computados o numero de vezes correspondentes ao
numero de pacientes relatados. No final, usando o
programa estatistico SPSSY, cada caso descrito
poderia ter a pontuagdo maxima de até 52 pontos,
conforme o numero de variaveis levantadas, e desde
que todas as informacdes estivessem especificadas.
Desta forma, os trabalhos selecionados foram
classificados em trés grupos na ordem decrescente
do numero total de pontos obtidos: (A) com somatorio
igual ou inferior a 50% ao do valor da pontuacdo
maxima, ou de 0 a 26 pontos; (B) com somatdrio en-
tre 50% a 74% da pontuagdo maxima possivel (de 26
a 38 pontos); e (C) aqueles com pontuagdo maior ou
igual a 75% do valor da pontuagdo maxima (de 39 a 52
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pontos). Nos trabalhos em que havia mais de um caso,
foi extraida a média de pontos dos casos para
categorizar o trabalho.

RESULTADOS

Como consta na Tabela 1, de todos os
trabalhos (n=131) ou informagdes recuperadas (n=1),
no total de 132, somente 17 (12,9%) foram
selecionados. Entre estes houve a descri¢do de 59
casos de doenga hidatica policistica, ¢ foram
selecionados para esse estudo 44 (74,6%) casos. O
caso obtido por comunicagdo pessoal foi obtido de
um associado da SBP [Miiji MS, resposta ao correio
eletronico]. Do “Web of Science” foram excluidos 32
trabalhos por sobreposicdo com o MEDLINE,
ocorrendo o mesmo com 29 do EMBASE, seis do
LILACS e um trabalho de Anais de congresso
cientifico. As demais exclusdes se deveram a falta
de critérios de selegdo, especialmente de confirmacgao
histopatoldégica e/ou parasitologica. Nao houve
sobreposi¢do de titulos ou de casos quando se
comparou os trabalhos de conclusdo de curso com as
outras fontes citadas.

Tabela 1 - Artigos ou informagdes recuperados
por fonte de informagdo, e aqueles selecionados
para o estudo.

Trabalhos, n(%)

Fonte Total Selecao
MEDLINE 38 (29,00 6 (4,5
WEB OF SCIENCE 34 (257) 2 (1,9
EMBASE 29 (21,9) O

LILACS 12 1) 6 &)
COCHRANE 1 (08 0

Anais de evento cientifico 13 98 0

Trabalhos de conclusdo de curso 4 (3,0) 2 (1,5)
Comunicagdo pessoal 1 (08 1 (0,8
Total 132 (100,0) 17 (12,9)

Fonte dos registros bibliograficos: Siqueira®.

Dentre os trabalhos excluidos (n=115), a quase
totalidade (n=53) ndo tinha casos de DHP ¢/ou fazia
descricdo sobre diferentes aspectos da doenca ou
sobre o ciclo biologico. Além desses, em sete
trabalhos haviam 31 casos nos quais o agente
etioldgico ndo era o E. vogeli e sim o E. granulosus,



Siqueira et al.

Doenca Hidatica Policistica

Rev. Col. Bras. Cir.

Tabela 2 - Trabalhos selecionados e a categoria alcang¢ada pelos 44 casos incluidos no estudo.

(n) Casos Categoria do Trabalho (%)

Autor Principal Ano Casos Incluidos C B A

1. D’Alessandro 1979 18 10 X — —
2. Queiroz 1983 1 1 — — X

3. Meneghelli 1986 1 1 — X —

4. Ferreira 1987 1 1 — — X

5. Meneghelli 1992 9 6 X — —

6. Sanches 1992 1 1 X — —
7. Calvopiia 1993 1 1 X — —

8. Ferreira 1995 2 1 — X

9. Chigot 1995 1 1 X — —
10. D’Alessandro 1996 5 5 X — —
11. D’Alessandro 1997 4 3 X — —
12. Almeida 1997 1 1 X — —
13. Freitas 1999 5 3 X — —
14. Amaral 2000 1 1 — X —
15. Ootsburg 2000 6 6 X — —
16. Rodrigues-Silva 2002 1 1 X — —
17. Miiji® 2002 1 1 — X —
Total, n(%) 59 (100) 44 (74,6) 11(64,7) 4 (23,5 2 (11,8)

(a) comunicagdo pessoal.

E. oligarthrus, E. multilocularis ou Echinococcus
sp.!362-32 Qutras publicagdes fizeram revisdo de
casos anteriormente publicados na literatura como F.
multilocularis ou Echinococcus sp., depois
reavaliados como sendo E. vogeli®!3. Foi também
freqiiente o relato do mesmo caso®*!*** mais de
uma vez na literatura, enfocando diferentes
aspectos da doencga ou como revisdo de literatura
realizada por autor que nao o original'?*'. Nessas
situagdes, os casos selecionados somente foram
incluidos uma vez na andlise secundaria de dados
do presente estudo. Nos 13 relatos em anais de
congresso (ou jornada) cientifica, em 11 havia relato
de caso mas somente em dois trabalhos houve
comprovacao do E. vogeli — sendo os autores do
mesmo grupo e trabalhos correspondiam a
“atualizacdo de casuistica”''* mas sem nenhuma
mengao a outros dados comuns aos relatos de casos,
a ndo ser a procedéncia dos pacientes, e portanto,
foram também excluidos®.

Entre as 16 publicagdes selecionadas, quase
todas (n=15) foram relatos de casos (33 casos), um
relato ndo publicado (Miiji MS, comunicacao pessoal), e
outro, uma publicacdo de uma série de casos (n=10

casos). A pontuago da descrigdo dos 44 casos variou
de 4 a 41, moda de 15 pontos e média de 17,4 (£9,7),
considerando ser a pontuacdo maxima possivel de 52
pontos. Desse modo, os 17 trabalhos selecionados ficaram
assim distribuidos (Tabela 2): 64,7% (11/17) do grupo
“C”; 23,5% (4/17) do “B” e 11,8% (2/17) do “A”. A
pontuagdo dos casos nos relatos com 1 caso (n=11) foi
comparada com aqueles com 2 ou mais casos (n=33),
sendo respectivamente a média (“mean rank”) de 57,2
(£17,32) 29,7 (+ 14,29) (Mann-Whitney: p<0,00002).

Dos 44 casos de doenca hidatica policistica
selecionados, os primeiros foram descritos em 1979°.
Entre os 44 casos, 21 (47,7%) eram do sexo feminino
e 23 (52,3%) do masculino. A idade variou de sete a
78 anos, com média de 45,0 (+ 16,7) e a mediana de
46 anos. Quanto a naturalidade dos casos (n=44), o
Brasil (n=22; 50,0%) e a Colombia (n=10; 22,7%)
contribuiram com a maioria, sendo os demais (n=12;
27,3%) distribuidos entre varios paises da América
Latina. Entre os casos brasileiros (n=22), 17 (77,3%)
eram da regido Norte, dois (9,1%) do Centro-Oeste
e dois (9,1%) do Sudeste. Nao houve casos descritos
do Estado do Amazonas, sendo aqueles da regido
Norte, originarios dos Estados do Acre (n=7), Para
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(n=8), Amapa (n=1) e Rondoénia (n=1). Quanto ao
local de residéncia, excluindo os cinco casos sem essa
informacao, a maioria (87,2%) residia em area rural
(34/39) e 12,8% (5/39) em area urbana de pequenos
municipios. Entre os casos com informagdo, 70,6%
(12/17) tinham atividade profissional vinculada ao meio
rural (e.g. agricultor, seringueiro, tratorista, etc.); 92,9%
(13/14) referiam o habito de cacar e 100% criavam
ou tinham criado cédes (11/11).

Quanto ao quadro clinico, a maioria (93,3%)
referia perda de peso (14/15) € 92,6% dor abdominal
(25/27). Os demais achados de historia clinica foram
descritos na Tabela 3. Os resultados dos exames
bioquimicos foram escassos ou descritos de forma
inadequada, quase sempre sem valor de referéncia
ou registro com expressdes pouco precisas (e.g., valor
normal, alterado, aumentado, reduzido, entre outras
expressoes semelhantes). Os exames de imagem do
abdome demonstraram calcifica¢cées ou cistos
calcificados em 71,4% (5/7) dos raios-X simples; em
84,2% (16/19) das ultra-sonografias e 93,3% (14/15)
das tomografias computadorizadas.

Os cistos da doenga hidatica policistica nos
44 casos tinham as seguintes localizagdes, quando
computados isoladamente: figado (36,4%; n=16);
peritonio (6,8%; n=3); pulmdes (2,3%; n=1) e outras

Tabela 3 - Descri¢do clinica dos 44 casos
selecionados de doeng¢a hidatica policistica por
E. vogeli.

n (%)
Quadro clinico Com informacao Presente
Perda de peso 15 (34,1) 14 (93,3)
Dor abdominal 27 (61,4) 25 (92,9)
Anorexia 7 (16,0) 6 (85,7)
Diarréia 6 (13,6) 5 (83,3)
Massa abdominal 25 (56,8) 20 (80,0)
Vomitos 9 (20,5) 7 (77,8)
Ictericia 12 (27,3) 9 (75,0)
Nauseas 7 (15,9) 5 (714)
Hepatomegalia (direita)® 17 (38,6) 12 (70,6)
Hemoptise e Vomica 8 (18,2) 5 (62,5)
Febre 22 (50,0) 10 (45,5)
Hepatomegalia (esquerda)®* 9 (20,5) 4 (444)
Esplenomegalia® 10 (22,7) 4 (40,0)

(a)impossivel definir em 2 casos;

(b) impossivel definir em 1 caso.
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localizagodes (11,4%; n=5). Em 17 casos (38,6%) a
doenca hidatica foi localizada em dois ou mais sitios,
que incluiam epiploo, mesentério, estbmago, pancreas,
rim, veia cava superior, diafragma, pericardio e pleura.
Um dos casos foi confirmado pelo achado de actleos
do E. vogeli em vomica. Na Tabela 4, foram descritos
os procedimentos diagnosticos, localizacao dos cistos
hidaticos, terapéutica usada e as principais
peculiaridades de cada um dos 44 casos.

Na Tabela 5 foram sintetizados os resultados
sobre a terapéutica e o resultado do acompanhamento
(desfecho) clinico, também descritos na Tabela 4. De
metade dos casos (n=22) a terapéutica e/ou o desfecho
clinico nao foram descritos, os demais (n=22) ficaram
assim distribuidos quanto a conduta terapéutica: seis
(13,6%) casos usaram somente albendazol; dois
(4,5%) somente mebendazol; cinco (11,4%)
submetidos a algum tipo de terapéutica cirtrgica, na
maioria das vezes “ressecc¢des de cistos”’; outros sete
(15,9%) foram submetidos a duas intervengoes
(albendazol e cirurgia); um (2,3%) foi submetido a
cirurgia e ao uso de mebendazol e o outro (2,3%) as
trés interveng¢des (cirurgia + albendazol +
mebendazol). Considerando o pequeno niimero de
casos em cada grupo terapéutico, a distribuicao dos
resultados do desfecho clinico, descrita na Tabela 5,
foi classificada para efeito de analise estatistica em
“€xito” (curado + melhorado) versus “sem éxito”
(resposta inalterada + oObito). Desse modo,
comparando os casos dos dois grupos (seis do
albendazol vs. 14 do cirurgico) nao houve diferenca
com significancia estatistica (teste exato de Fisher,
p>0,20), porém, apesar do pequeno nimero de casos,
arazao de prevaléncia do grupo cirirgico “sem éxito”
foi de 28,6% (4/14), sendo de 0% (0/6) no grupo com
tratamento clinico exclusivo; nesses mesmos grupos,
as freqiiéncias de obito foram, respectivamente, de
21,4% (3/14) e de 0% (0/6).

A informacao sobre a “duracdo do tratamento”
com albendazol foi obtida em somente 16 pacientes. A
variavel “dose de albendazol” foi recuperada em 17
pacientes, sendo a duragdo média de 6,4 (+ 6,5) meses
(limites de um e 24 meses): em 10 (58,8%) pacientes a
dose foi de10mg por kg de peso por dia; outros cinco
(29,4%) usaram 400mg por dia e em dois (11,8%) a
dose de 800mg por dia. Em nove pacientes, do grupo
que usou 10mg por kg de peso por dia, a média do
tempo de tratamento foi de 5,3 meses; no grupo de
400mg por dia foi de 10,8 meses e nos dois pacientes
de 800mg por dia de dois meses.
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Tabela 5 - Resultados do tipo de terapéutica nos 44 casos de doenga hidatica policistica.

Resultado
Exito Sem Exito

Tipo de Terapéutica n(%) Cura Melhora Inalterado  Obito
Albendazol (A) 6 (13,6) 4 (66,7) 2 (33,3) 0 0
Mebendazol (M) 2 45 0 0 1 (50,0) 1 (50,0)
Cirurgia (C) 5 (11,4) 3 (60,00 O 0 2 (40,0)
A+C 7 (159) 2 (28,6) 3 (429 1 (14,3) 1 (14,3)
M+C 1 23 1(100,00 O 0 0
A+M+C 1 23 0 1(100,0) 0 0

Sem Informacado 22 (50,00 — - - -

Total 44 (100,0) 10 (45,5 6 (27,3) 2 (90 4 (18,2)

DISCUSSAO europeus e asiaticos, que as demais bases®. Desse

Na busca de avaliar a melhor terapéutica,
entre outros tipos de perguntas, as revisoes
sistematicas apresentam bom desempenho. Para
esse fim, sdo usados ensaios clinicos randomizados,
baseando a selegcdo dos trabalhos em critérios
clinicos rigorosos. Ndo obstante, nenhum estudo
desse tipo sobre a equinococose pelo E. vogeli foi
localizado, inclusive com a metodologia da analise
secundaria de dados, que analisa dados isolados de
varios tipos de modelos de estudos®2" e visa
compor o quadro clinico-epidemioldgico baseado em
numero maior de casos. Dai a opcdo por essa
metodologia, por ser mais esclarecedora para a
descri¢do de eventos raros ou infreqiientes, apesar
de exposta a diversos vieses, desde aqueles
relacionados aos critérios de selecdo até a
heterogeneidade das intervengdes realizadas.

Na atualidade, as bases de dados eletronicos
disponibilizam pesquisas abrangendo diferentes
periodos, em conseqiiéncia da data oficial de criagdo
de cada uma delas ou a partir da data de inclusao do
artigo ou publicagdo. Entre essas bases, a MEDLINE
¢ amais antiga e divulgada (dados disponiveis a partir
de 1966), correspondendo a versao eletronica do “Cu-
mulative Index Medicus” (CIM). No entanto, essas
bases t€ém também diferentes sistemas de inclusdo de
citagdes, a “Web of Science”, por exemplo, indexa
também as referéncias dos artigos registrados e, por
isto, € a mais ampla e capta mais referéncias que as
demais bases. Por outro lado, o banco de dados
EMBASE tem a vantagem de incluir mais periodicos
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modo, os estudos baseados em levantamentos
bibliograficos (e.g. revisdo sistematica, meta-analise
e revisdo secundaria de dados) ndo podem ficar
restritos a uma s6 fonte de dados.

Nesse estudo, todos os trabalhos selecionados
tiveram como desenhos metodologicos o relato ou a
série de casos. Estas metodologias ndo sdo as mais
adequadas, mas, como ja referido, sdo as indicadas
quando sdo raros ou infreqiientes os casos descritos,
os quais servem de subsidio para investigacdes futuras
ou, muitas vezes, como a primeira prova documental
de algum agravo a satde. Vandenbroucke*’ relacionou
os cinco principais papéis do relato ou série de casos:
reconhecimento e descricdo de novas doencas;
detecgdo de efeitos colaterais de drogas (adversos
ou benéficos); estudo de mecanismo de doengas;
educacdo médica e auditoria; ¢ reconhecimento de
manifestagdes raras de doencas.

O pequeno numero de artigos (n=17) e de
casos (n=44) selecionados foi conseqiiéncia
principalmente, do critério de selecdo utilizado
(comprovacao histopatologica e/ou parasitologica do
E. vogeli), porque, do contrario, haveria o aumento
da heterogeneidade dos casos devido ao significativo
numero de relatos duvidosos ou mesmo tendo como
causa outras espécies de equinococos.

Em muitas publicagdes os relatos foram
limitados, o que ¢ provavelmente determinado pelo
espaco editorial de cada periodico. Isto talvez explique,
como observado no presente trabalho, porque quanto
maior o nimero de casos descritos em um artigo,
menor, significativamente, ¢ o nimero de informagdes
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sobre cada paciente. Esse fato justifica os escores
baixos de muitos trabalhos e porque somente 11,8%
tinham casos com 75% ou mais das informagoes
sistematizadas.

Isto também justifica as limitagdes da analise
do quadro clinico-epidemioldgico e terapéutico
observado nos 44 casos estudados de doenca hidatica
policistica. Por outro lado, o niimero de casos,
provavelmente, espelha a baixa prevaléncia dessa
doenga exoética, mais comum nas areas de floresta
tropical, onde parece ser freqliente a infeccdo ou
exposicao ao E. vogeli. Na regido do municipio de
Sena Madureira (Acre), por exemplo, foi observada
a freqiiéncia de 13,4% de portadores de anticorpos
contra o Echinococcus sp. em 1.064 pessoas
examinadas®®, mesmo considerando que parte dos
soropositivos possa decorrer de reagdo sorologica
cruzada, porque as técnicas sorologicas disponiveis
tém baixa sensibilidade, devendo o diagnostico ser
confirmado em associacdo com método de imagem
e/ou histoparasitologico. 222233940

De todo modo, os casos descritos apesar de
predominar entre pessoas adultas, de areas rurais e
com praticas de lazer ou ocupacionais associadas as
areas de floresta, paradoxalmente, apresentam
distribuicao sexual semelhante (52,3% masculinos vs.
47,7% femininos), o que indica a possivel existéncia
de um ciclo bioldégico no peridomicilio ou,
exclusivamente, a contaminagao ambiental por ovos
do E. vogeli eliminados pelo cdo doméstico??°,
especialmente naquelas localidades rurais com
precarias condi¢des de saneamento basico. Aliado a
isto, recentemente Pastore®® observou nas pessoas
que criavam porcos no peridomicilio a maior freqiiéncia
de soropositividade contra o Echinococcus sp., além
dos relatos da presenca de lesoes cisticas em figados
de suinos da cidade de Sena Madureira (Acre)®. Por
isto, ha necessidade da investigacdo dos suinos como
possiveis hospedeiros intermediarios do E. vogeli, até
pelo seu habito de coprofagia.

As condigdes ecoldogicas explicam a
predominéncia de casos procedentes da regido
amazonica, especialmente quando se considera a
propor¢ao de casos do Estado do Acre por ter
populacao muito menor que a do Estado do Para.
Mesmo assim, ¢ intrigante a falta de registro de casos
do Estado do Amazonas, onde a populagdo ¢ ainda
maior, e também, do nimero de unidades de saude e
servigcos com capacitacao de diagnostico por imagem
e histopatologico. No Estado do Para, Fonseca-Jr e
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Costa®, usando a metodologia de revisdo de arquivos
médicos, assinalaram em 16 microregides a ocorréncia
de casos por Echinococcus sp. Por isto,
D’Alessandro! chamou a atengdo para a influéncia
da sub-notificagdo de casos, especialmente aqueles
procedentes de localidades remotas ou sem recursos
diagnosticos.

Deste modo, os servigos cirurgicos e de
anatomia patologica, principalmente da regido Norte
do Brasil, de onde procede a maioria dos casos, devem
ficar em alerta sobre a possibilidade diagnostica da
DHP, a qual muitas vezes ¢ confundida pelo clinico
como sendo neoplasia®, até por ser também insidiosa
e de curso prolongado. No entanto, nos casos de DHP
os exames de imagem, especialmente a ultra-
sonografia e a tomografia computadorizada, t€ém
elevada sensibilidade, ao demonstrar as lesdes cisticas,
com conteudo anec6ico homogéneo, ou com liquido
espesso, algumas vezes coalescentes, com paredes
finas e freqiientes calcificacdes*'. Nos casos
estudados, com informagao sobre exames de imagem
(ultra-sonografia e a tomografia computadorizada),
essas altera¢des foram observadas em mais de 80%
dos casos.

A apresentagao clinica da doenga nos casos
estudados varia conforme a localizacdo ¢ a
velocidade de crescimento dos cistos, os quais
produzem sinais e sintomas associados ao efeito
mecanico da compressdo de visceras e a disfungdo
das mesmas. A maioria dos casos tem acometimento
hepatico, apresentando massa(s) nos quadrantes
superiores do abdome, ictericia de padrao obstrutivo
e, dependendo da extensao, hipertensdo do sistema
porta. Em alguns casos, a gravidade da hipertenséo
porta ficou evidenciada pela presenca das varizes
esofagicas!s.

Em 1996, foi tragado um algoritimo para
diagndstico de DHP, por D’Alessandro®: 1.
demonstragdo de massas policisticas no exame fisico
ou procedimentos de imagem; 2. pacientes que vivem
em area rural na qual existam animais silvestres,
principalmente a paca (C. paca); 3. teste sorologico
positivo; 4. caracteristicas parasitolégicas de DHP
observadas em espécime de peca cirurgica ou de
biopsia (forma e proporc¢ao das partes dos ganchos —
cabo versus lamina; e caracteristicas do corpo ou da
parede da hidatide).

O tratamento clinico com albendazol leva a
remissdo dos sintomas, mas, as vezes, ndo se obtém
a cura parasitologica, visto que ha casos de provavel
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recidiva da doenca [observagdo pessoal]. No entanto,
persiste a divida se esse tipo de ocorréncia deve-se a
recidiva ou a reinfeccéo.

Apesar do numero limitado de casos, parece
ser mais consensual o uso do albendazol pelo periodo
minimo de seis meses, na dose 10 mg por kg de peso
por dia. Por outro lado, a resseccao cirtirgica dos cistos
parece nao ser a melhor opgao, especialmente quando
se considera a taxa de mortalidade dos casos
cirargicos (21,4%) em comparagdo aquela observada
(0%) entre os casos tratados exclusivamente com
albendazol. Ndo obstante, nos casos estudados, esta
assertiva € indiscutivel quando se tem grande
acometimento visceral, mas nos casos com lesoes
menos invasivas ou pequenas ¢ bem localizadas se
obteve “cura” com a terapéutica exclusivamente
cirargica.

Na atualidade, o uso de novas drogas deve
ser estimulado, no sentido de se obter melhores taxas
de cura. A ivermectina, por exemplo, talvez seja esta
nova opgao terapéutica, tendo em vista o trabalho de
Ochieng’-Mitula e Burt* em casos de hidatidose pelo
E. granulosus.

Apesar do numero de casos descritos na
literatura com etiologia comprovada limitar as
conclusoes, foi possivel confirmar que a doenga
hidatica policistica tem como indicadores
epidemiologicos principais os habitos e as
caracteristicas das populacdes residentes em locais
com areas de florestas tropicais. Por outro lado, a
incidéncia semelhante em homens e mulheres nos
casos estudados, sugere que elementos do ciclo
biologico do E. vogeli também devem estar presentes
no peridomicilio.

ABSTRACT:

Background: We reviewed, using secondary analysis, the described cases of Polycystic Hydatid Disease
(PHD) by Echinococcus vogeli, addressing epidemiological and clinical characteristics, therapeutical
evolution and procedures. Methods: Five electronic banks, annals of scientific events, textbooks, remissive
index, non-indexed magazines and specialists were consulted. The 52 variables studied had been catego-
rized for each case of PHD and registered in a standard file. Only the cases with histological and/or
parasitological evidence of E. vogeli had been enclosed. Results: One hundred and thirty-one published
works had been recouped and a personal communication. The majority presents, only a described case,
and between them only 17 (12.9%) had evidence of the etiologic agent. In a total of 44 patients, 52.3%
were males, mean age of 45.0 (£106,7) years, and 50% were described in Brazil. The presence of masses and
abdominal pain had been registered in 94.7% (18/19) and 92.6% (25/27), respectively, with no statistica
difference (p>0.20) in the clinical outcome with the clinical treatment (albendazol) versus the surgical
one, but the frequencies of no success had been, respectively, 0% and 28.6%, and deaths of 0% and 21.4%.
CONCLUSIONS: The majority of studies on PHD does not include patients with etiologic evidence and
consequently is possible that part of the current clinical knowledge suffers significant changes for future
inquiries. Nevertheless, the raised data indicate that the best therapeutical option, in the non surgical

approach, the use of albendazol.

Key words: Echinococcus vogeli, Echinococcosis, Methods; Statistical Analysis; Therapeutics; Latin

America
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