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SINDROME DE TOLOSA-HUNT |

NOCARDIOSI

PULMONAR EN UN PACIENT IMMUNOCOMPETENT
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Es presenta el cas d’'un pacient de 57 anys que va
presentar-se amb una cefalea retroocular dreta de
2-3 setmanes d’evolucid, constant i sense
resposta a analgésia convencional que va ser
visitat a oftalmologia per una disminucio del 20%
de l'agudesa visual amb diplopia horitzontal que
desapareixia amb la mirada monocular, amb una
ressonancia compatible amb la sindrome de
Tolosa-Hunt. El pacient presenta millora clinica de
I'oftalmoplegia i cefalea amb corticoides, perd un
mes després va desenvolupar dolor lumbar,
asténia i expectoracié marronosa, objectivant-se a
la radiografia una condensacio ben delimitada a la
pleura que afectava lobul mig dret amb una
lleugera neutrofilia a I'analitica. La tomografia
pulmonar mostra afectaci6 parenquimatosa
periférica en segment basal de |obul superior dret i
Iobul mig dret amb afectacid pleural. La puncio-
aspiracié d’'una adenopatia hilar obtingué material
purulent amb creixement de Nocardia. Es tracta de
un cas poc freqliient de nocardiosi en un pacient
immunocompetent, ja que en la majoria de casos,
aquest germen afecta pacients immunodeprimits.

Presentamos el caso de un paciente de 57 afios
que presentd con un dolor de cabeza retroocular
de 2-3 semanas de evolucion, constante y sin
respuesta a analgesia convencional que se visitd
en oftalmologia por una reduccion del 20% de la
agudeza visual con diplopia horizontal que
desaparecia con la mirada monocular, con una
resonancia compatible con el sindrome de Tolosa-
Hunt. El paciente presentdé mejoria clinica de la
oftalmoplejia y cefalea con corticoides, pero un
mes mas tarde desarroll6 dolor de espalda,
astenia y expectoracién marrén, objetivandose a la
radiografia una condensacion bien definida en la
pleura que afectaba al I6bulo medio con una ligera
neutrofilia en el analisis. La tomografia pulmonar
demostré afectacion parenquimatosa periférica en
el segmento basal del l6bulo superior derecho y
del I6bulo medio derecho con implicacion pleural.
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El cultivo de la puncion-aspiracion obtuvo material
purulento con crecimiento de Nocardia. Este es un
caso raro de nocardiosis en un paciente
inmunocompetente, ya que en la mayoria de
casos, este germen afecta a pacientes
inmunodeprimidos.

We present the case of a 57-year-old patient who
presented a constant retroocular headache of 2-3
weeks and unresponsive to conventional
analgesia. He was seen in ophthalmology due to a
20% reduction in visual acuity with horizontal
diplopia that vanished with monocular gaze, with
an MRI compatible with Tolosa-Hunt syndrome.
The patient presented clinical improvement of
ophthalmoplegia and headache with corticosteroid
therapy, but a month later developed back pain,
asthenia, cough with brownish sputum, with a
radiography showing a well-defined condensation
in the pleura affecting the middle lobe with slight
neutrophilia in the blood test. The chest CT scan
showed peripheral parenchymal condensation in
the basal segment of the right upper lobe and right
middle lobe with pleural involvement. Fine
puncture-aspiration of hilar lymphoadenopathy
obtained purulent material with nocardial growth in
culture. This is a rare case of nocardiosis in an
immunocompetent patient, since in most cases,
this infection affects immunocompromised
patients.
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Es tracta d'un home de 57 anys amb els antecedents
d’obesitat, hipercolesterolemia en tractament farmacologic
des de 2010, hipertensié arterial en tractament farmacologic
des de 2010 i afectacioé d’organs diana en forma d’hipertrofia
ventricular esquerra amb funcié sistdlica conservada i
hipertrofia benigna de prostata. El pacient va venir a la
consulta per cefalea retro-ocular dreta de 2-3 setmanes
d’evolucié sense llagrimeig, constant i sense resposta a
analgésia convencional. Va ser visitat a oftalmologia,
objectivant-se una disminucié del 20% de l'agudesa visual.
Posteriorment presenta diplopia horitzontal que desaparegué
amb la mirada monocular.

Ingressa a l'hospital per a estudi. L’analitica mostra els
seguients valors: Hb 16,2 g/dl; plaquetes 177 cél-lules*10°/L;
leucocits 6,24*10°/L; VSG 9; TP 1; TTP 1,01; fibrinogen 3,73
g/L; ferro 157 ng/dl; ferritina 364,5 ng/ml; glucémia 109 mg/dl;
creatinina 0,87 mg/dl; proteines totals 65 g/L; colesterol 217
mg/dl; colesterol-HDL 59 mg/dl; colesterol-LDL 122 mg/dI;
triglicerids 181 mg/dl; bilirubina 0,7 mg/dl; TGP 29 U/L; TGO
19 U/L; GGT 42 UJ/L; fosfatases alcalines 70 U/L; Na 140
mmol/L; K 4,5 mmol/l; PCR 0,10 mg/dl; TSH 1,46 mU/L; T4
lliure 1,02 ng/dl; ECA 60 U/L. El proteinograma fou normal i
les serologies del Treponema i VIH, aixi com els anticossos
antinuclears, els antimlscul llis, els antimitocondrials i
anticel-lules parietals van ser negatius. Es va fer una TAC
cranial, que va ser normal, i la ressonancia de crani va
mostrar una discreta asimetria entre ambdés sins
cavernosos, amb lleuger engruiximent difus dret, d’aspecte
infiltratiu, essent compatible amb la sindrome de Tolosa-Hunt
(Figura 1).

Figura 1. Ressonancia de crani en qué pot observar-se
discreta asimetria entre ambdds sins cavernosos amb
lleuger engruiximent difus dret (procés infiltratiu)
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franca de
I'oftalmoplegia i la cefalea, amb curacié també radiologica als
3 mesos amb tractament amb corticoides. Un mes després,
pero, va acudir al centre d’urgéncies per dolor lumbar, asténia

El pacient va presentar millora clinica
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i esput marronés. Es va fer una radiografia de torax en que es
visualitza condensacié ben delimitada a la pleura cissural,
que afectava Iobul mig dret (Figura 2). Davant I'evolucié
torpida amb antibioterapia empirica el pacient ingressa per a
estudi. A l'analitica sanguinia destacava una lleu neutrofilia
(16,91 cél-lules*10°; 92,9%) i una PCR de 2,60 ng/dI.

Es va practicar TAC pulmonar que va mostrar una afectacioé
parenquimatosa periféerica en el segment basal del lobul
superior dret i del Id6bul mig dret amb afectacio pleural de la
cissura dreta i del hiatus esofagic. Es va realitzar una punci6-
aspiracié amb agulla fina (PAAF) guiada per eco-endoscopia
de [l'adenopatia hiliar amb sortida de liquid purulent.
S’obtingueren mostres per a cultiu, que foren positives per al
germen Nocardia, pel que es va establir el diagnostic
d’abscés pulmonar per Nocardia. L’evolucié de la nocardiosi
pulmonar va ser bona amb trimetroprim-sulfametoxazole. El
pacient es troba asimptomatic en I'actualitat.

Figura 2. Radiografia de torax del pacient 2 mesos
després on pot observar-se condensacié del [6bul mig
del pulmo6 dret

DISCUSSIO

La sindrome de Tolosa-Hunt és una malaltia infreqiient amb
una incidéncia anyal d’1 cas/1.000.000 habitants. Es
caracteritza per dolor periorbitari 0 en hemicrani acompanyat
d’'oftalmoplegia. L'etiologia és desconeguda; tanmateix, hi ha
proves de que esta involucrada una inflamacié granulomatosa
del si carotidi o una fissura orbitaria superior. Aquesta
inflamacié provoca una pressio i secundariament afectacio de
les estructures del si cavernés (nervis cranials 111,IV,V i Vl)l.

La sindrome de Tolosa-Hunt va ser descrita per primera
vegada en el 1954 per Eduardo Tolosa, neurocirurgia
espanyol, que va descriure un cas d’'un home de 47 anys amb
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dolor retro-orbitari unilateral associat a disfuncid ipsilateral
dels nervis oculomotors i de la branca oftalmica del trigemin.
L’anatomia patoldgica va mostrar una reacci6 inflamatoria
granulomatosa que infiltrava la porcié intracavernosa de la
carotida interna i dels nervis cranials adjacents.
Posteriorment, en el 1961, Wiliam Edgar Hunt, neurdleg
nord-america, va presentar 6 casos compatibles amb la
descripci6 de Tolosa, formulant els primers criteris
diagnostics, afegint la bona resposta al tractament esteroidal.
En el 2004 s’afegiren els criteris radioldgics®.

Els criteris diagnostics de la sindrome de Tolosa-Hunt de la
tercera edicié de la International Classification Headaches,
son els seguents®:

Descripcio: Dolor orbitari unilateral associat a parésia d'un o
més dels parells cranials Ill, IV y/o VI causada per inflamacio
granulomatosa en el si cavernds, fissura orbital superior o
Orbita.

Criteris diagnostics:
A. Cefalea hemicranial que compleix els criteris.
B. Els dos segients:

1. Inflamacié6 granulomatosa del si cavernds,
fissura orbital superior o orbita , demostrada per
ressonancia o biopsia.

2. Parésia ipsilateral d'un o més dels parells
cranials Ill,IV i/o VL.

C. Evidéncia causal demostrada per:

1. La cefalea ha precedit la parésia dels parells
cranials Il, IV i/o VI durant 2 setmanes 0 menys
o han estat simultanies,

2. La cefalea esta localitzada ipsilateralment al
voltant del front o I'ull.

D. No compleix altres criteris diagnostics d’ICHD-3.

Els factors que desencadenen el procés inflamatori sén
encara desconeguts®. Aquesta sindrome no té predisposici6
per genere i és més freqlent al voltant dels 44 anys. Els
parells cranials més afectats sén el tercer (79%), el sisé
(45%), el quart (32%) i el cinqué (25%). EI compromis de
multiples parells afecta el 70% dels casos’. S’han descrit
casos de la sindrome de Tolosa-Hunt associats a
immunodepressio i infeccié també per Actonomyces® i casos
de meningitis per Nocardia que debutaren com oftalmoplegia
dolorosa®. Alguns autors suggereixen que la resolucié de les
imatges després del tractament amb corticoides sistemics ha
de ser considerat diagnostic de sindrome de Tolosa-Hunt. No
obstant aix0, els corticoides poden millorar clinicament i
radiologica altres processos malignes com el limfoma o
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benignes, com vasculitis, per la qual cosa es requereix criteri
e 7
clinic’.

Es ftractaria, doncs, d’'un diagnostic d’exclusié, una vegada
descartat tumors, causes vasculars o d’altres causes
d’inflamacié en la regié del si cavernés o fissura orbital
superior7. Després de la desaparicié de la clinica, les troballes
radiologiques triguen diversos mesos a resoldre’s”®. La
sindrome de Tolosa-Hunt pot recidivar’®.

El pacient va debutar amb un quadre compatible amb una
sindrome de Tolosa-Hunt de la qual va millorar amb
tractament esteroidal. Un mes després el pacient inicia
simptomes respiratoris que post-estudi es diagnostica
d’abscés pulmonar per Nocardia.

Nocardia és un microorganisme saprofit que es contagia per
via aéria i es pot propagar al sistema nerviés central i altres
organs, de forma oportunista. Aixd succeeix en individus amb
immunodepressié com ftrasplantats, pacients amb sida,
cirrotics, diabétics, alcohdlics, o en tractament amb
corticoides. També s’han descrit nocardiosis en pacients
immunocompetents sense cap factor de risc®*2’En un 50-
70% dels casos de nocardiosi en pacients immunodeprimits
hi esta involucrada I'afectacié pulmonar i en el 28-56% hi ha
disseminacié hematologica, que té una alta morbimortalitat™.
Les lesions trobades radiologicament amb més freqiiéncia
sén meningitis, cerebritis, granulomes i abscessos cerebrals.
Nocardia no es pot aillar en el liquid cefalorraquidi*’. Els
limfocits T son els encarregats de generar una resposta
immune i del desenvolupament de granulomes i micetomes™.
En el nostre cas és remarcable el fet de qué un pacient
immunocompetent de base pateixi una infeccié que afecta
principalment pacients immunodeprimits*™*¢.
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