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A borreliose humana brasileira, também conhecida como Sindrome de Baggio-Yoshinari
(SBY), é uma enfermidade infecciosa prépria do territério brasileiro, transmitida por car-
rapatos ndo pertencentes ao complexo Ixodes ricinus, causada por espiroqueta do género
Borrelia e que apresenta semelhancas clinicas e laboratoriais com a Doenga de Lyme (DL).
A SBY distingue-se da DL por apresentar evolugdo clinica prolongada, com episédios de
recorréncia e importante disfuncdo autoimune. Descreveremos o caso de uma paciente
jovem, que desenvolveu progressivamente durante cerca de um ano oligoartrite de gran-
des articulagoes, seguida de distirbio do cognitivo, meningoencefalite e eritema nodoso. O
diagnoéstico foi firmado devido a concomitancia de queixas articulares e neurolégicas com
sorologia positiva para Borrelia burgdorferi sensu stricto. A paciente foi medicada com ceftria-
xone 2 g/EV/dia por 30 dias, seguido de dois meses de doxiciclina 100 mg duas vezes ao dia.
Houve remissdo dos sintomas e normalizagdo dos exames sorolégicos para a borreliose. A
SBY é uma zoonose emergente descrita apenas no Brasil, cuja frequéncia tem crescido bas-
tante, e que, em razdo das importantes diferencas nos aspectos epidemioldgicos, clinicos e
laboratoriais em relacdo a DL, merece especial atenc¢do da classe médica do pais. Trata-se
de zoonose camuflada e de dificil diagnéstico, mas este deve ser perseguido com tenacida-
de, pois a enfermidade responde aos antibiéticos no estagio inicial, podendo evoluir com
sequelas neurolégicas e articulares nos casos reconhecidos tardiamente ou recorrentes.
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Chronic limphomonocytic meningoencephalitis, oligoarthritis and
erythema nodosum: report of Baggio-Yoshinari syndrome of long and
relapsing evolution

ABSTRACT

The Brazilian human borreliosis, also known as Baggio-Yoshinari Syndrome (BYS), is a tick-
borne disease but whose ticks do not pertain to the Ixodes ricinus complex. It is caused
by Borrelia burgdorferi sensu lato microorganisms and resembles clinical and laboratory
features of Lyme disease (LD). BYS is also distinguished from LD by its prolonged clinical
evolution, with relapsing episodes and autoimmune dysfunction. We describe the case of
a young female who, over one year, progressively presented with oligoarthritis, cognitive
impairment, menigoencephalitis and erythema nodosum. Diagnosis was established by
means of the clinical history and a positive serology to Borrelia burgdorferi sensu strictu. The
patient received Ceftriaxone 2 g IV/day during 30 days, followed by 2 months of doxicy-
cline 100 mg bid. Symptoms remitted and the Borrelia serology tests returned to normality.
BYS is a new disease described only in Brazil, which has a raising frequency and deserves
the attention from the country’s medical board because of clinical, epidemiological and
laboratory differences from LD. Despite the fact that it is a hard-to-diagnose zoonosis, it is
important to pursuit an early diagnosis because the symptoms respond well to antibiotics
or it might be resistant to treatment and may evolve to a chronic phase with both articular

and neurological sequelae.

© 2014 Elsevier Editora Ltda. All rights reserved.

Introducgao

A Borreliose humana brasileira, ou Sindrome de Baggio-Yoshi-
nari (SBY), é uma antropozoonose endémica prépria do Brasil,
causada por espiroquetas do género Borrelia, transmitida por
carrapatos dos géneros Amblyomma e Rhipicephalus e que tem
semelhancas clinicas com a Doencga de Lyme (DL).I# A SBY
distingue-se da DL, pois os vetores transmissores desta per-
tencem ao complexo Ixodes ricinus. Adicionalmente, do ponto
de vista clinico a enfermidade brasileira evolui com recorrén-
cias dos sintomas e desordens imunolégicas.>”

Pesquisadores do Laboratério de Investigacdo Médica da
Faculdade de Medicina da Universidade de Sao Paulo (LIM-17)
sugerem que condic¢des de biodiversidade préprias do terri-
tério brasileiro, como a presencga de vetores exéticos e con-
dicoes ecolégicas propicias, tenham originado bactéria(s) do
complexo Borrelia burgdorferi sensu lato, adaptadas ao pais,-®7?
desenvolvendo zoonose com aspectos clinicos e laboratoriais
tipicos.

A difusdo dos conhecimentos clinicos e laboratoriais da
SBY tem sido um grande desafio, pois além de esta enfermi-
dade exibir quadro clinico e laboratorial distinto da DL existe
enorme resisténcia, por parte de estudiosos internacionais e
nacionais, em admitir a existéncia desta zoonose brasileira.
Conceitos como infec¢do latente prolongada causada por es-
piroquetas na forma de cistos, recorréncia clinica, diagnéstico
sorolégico diferente dos padrdes adotados pelos Centers for
Disease Control and Prevention (CDC) e preconizacao de tra-
tamento por longo periodo com antibidticos ndo sdo aceitos
em paises do hemisfério norte.

Contudo, negar sua existéncia como entidade clinica
emergente seria uma grave negligéncia, especialmente quan-
do existem evidéncias mostrando que a doenca pode evoluir
para graves sequelas articulares e neurolégicas quando nao

tratada convenientemente.5° Descrevemos a enfermidade de
evolugdo arrastada e sintomas recorrentes, em que o diagnés-
tico de SBY foi estabelecido apds surgimento de menigoence-
falite com sorologia positiva para B. burgdorferi nos padroes
adotados pelo LIM-17.

Relato de caso

Paciente do sexo feminino, 35 anos, branca, procedente do
municipio de Cotia, Sdo Paulo, onde mora desde a infancia.
Aos 23 anos apresentou poliartrite aditiva acometendo maos,
cotovelos, ombros, joelhos e tornozelos. Refere ter sido trata-
da com penicilina benzatina, por hipétese de febre reumati-
ca, porém devido a persisténcia dos sintomas procurou um
reumatologista que diagnosticou artrite reumatoide, sendo
medicada com sulfassalazina, com melhora. Cessou o uso
da medicagdo apds cinco anos por remissdo clinica. Negava
eritema migratério (EM), antecedentes infecciosos ou cirir-
gicos. Em junho/2006 apresenta artrite em joelhos e torno-
zelo esquerdo e manchas eritematosas nas pernas. A seguir
desenvolve quadro de raciocinio lento, amnésia para eventos
recentes, nervosismo, humor deprimido e dificuldade em pla-
nejar atividades, disgrafia, perda de equilibrio e episédios de
diplopia intermitentes com piora gradativa. Relatou episddios
febris ndo aferidos. A paciente reside em area urbana e con-
vivia com cachorros em casa, mas sempre frequentou sitio
na regido de Ibiuna, Sdo Paulo, onde ha cavalos e vacas. A pa-
ciente ndo se recordava de picadas de carrapato nos ultimos
12 meses, porém ja fora picada varias vezes.

Em dezembro/2006 foi internada para investigagao por ata-
xia cerebelar e neurite de II par craniano. A admisséo encon-
trava-se em bom estado geral, descorada, normotensa e afebril,
sem linfadenomegalias. A inspe¢éo havia méculas hipercrémi-
cas, com nodulagao a palpagdo, em regido anterior de ambas as
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pernas, sem outras lesdes cutaneomucosas. O exame cardio-
pulmonar e abdominal encontrava-se sem alteragoes.

Evidenciaram-se artrites de joelhos e tornozelo esquerdo,
poupando pequenas articulacdes, sem limitacdo articular ou
deformidades.

Encontrava-se licida e orientada no tempo e espaco, alerta e
cooperativa, com amnésia para fatos recentes, porém com me-
moria remota preservada. Notou-se marcha atdxica, com forca
motora grau V em todos os membros e discreta dismetria em
membro superior esquerdo. Reflexos e sensibilidade estavam
preservados, e ndo havia sinais de irritagdo meningea.

Os exames laboratoriais mostraram anemia normociti-
ca e normocrémica, velocidade de hemossedimentacdo de
85 mm/1* h e proteina C-reativa de 99 mg/L. O teste tuberculini-
co era negativo, assim como os fatores antintcleo e reumatoide.
O liquor revelou pleocitose a custa de células linfomonocitarias.
Foram negativas as pesquisas para agentes infecciosos e parasi-
tarios (toxoplasmose, tuberculose, hepatites B e C, herpes sim-
ples, citomegalovirus, cisticercose, HIV, HTLV, caxumba, cripto-
cocose, tripanosomiase, malaria) no soro e liquor. A ressonéncia
magnética do encéfalo evidenciou alargamento das cisternas
basais, com hipersinal em T2 e FLAIR na substancia branca ce-
rebral no giro pré-central a esquerda e em giro orbitario a D sem
impregnacdes anémalas apds o contraste.

Apresentou melhora espontanea do quadro neurolégico, e
foi encaminhada para acompanhamento ambulatorial. Evoluti-
vamente, as amostras de liquor firmaram o diagnéstico de me-
ningoencefalite linfomonocitaria crénica (tabela 1).

Em abril/2007 mantinha episédios intermitentes de diplo-
pia e lesdes cuténeas, cuja biopsia mostrou paniculite cronica
septal compativel com eritema nodoso. Solicitou-se a sorologia
para B. burgdorferi, cujos resultados foram ELISA IgM negativo e
IgG 1/800 reagente, com o Western blotting revelando presenca
de uma banda IgM e trés bandas IgG.

Frente as caracteristicas clinico-laboratoriais e epidemiolé-
gicas, firmou-se o diagnéstico de SBY. Optou-se por tratamento
com ceftriaxone 2 g/dia por trinta dias, seguido de doxiciclina
200 mg/dia por dois meses. Houve melhora da disfungao cog-
nitiva ao final do primeiro ciclo de antibiéticos, com desapa-
recimento do eritema nodoso e resolucdo da artrite. Devido a
persisténcia da disfuncé@o cerebelar, a paciente foi readmitida
para investigacdo em julho/2007.

O exame neurolégico revelava diminuigao da velocidade de
movimento a esquerda, disdiadococinesia, tremor intencional e

nistagmo evocado para a esquerda. Avaliacao neuropsicolégica
demonstrou disfun¢do no processamento de informagoes e di-
ficuldade nominativa e visuoespacial. Optou-se entdo por cinco
dias de pulsoterapia com 1 g de metilprednisolona, seguidos
por cinco dias de prednisona 60 mg/dia. Manteve-se a doxicicli-
na iniciada até se completarem 60 dias, associada a difosfato de
cloroquina, 250 mg/dia. A sorologia para B. burgdorferi tornou-se
negativa durante a evolugao, conforme dados da tabela 2.

A paciente encontra-se atualmente assintomatica, sem alte-
racdo a ressonancia de encéfalo, porém permanece com altera-
¢ao de memobria.

Discussao

Apresentamos o caso de uma paciente com SBY diagnosti-
cada tardiamente com grave lesdo neuroldgica, associada a
manifestacdes articular e cutdnea. A sorologia positiva para
B. burgdorferi sensu stricto auxiliou na confirmacdo diagnéstica.
Antecedentes epidemiolégicos positivos, presenga de distirbio
cognitivo e sintomas neuropsiquiétricos, além da boa resposta
ao tratamento, com desaparecimento de anticorpos contra es-
piroquetas, foram igualmente relevantes ao diagnéstico.

A zoonose no pais pode apresentar longo periodo de latén-
cia entre o contagio inicial e o surgimento de sintomas, assim
como episddios de recidivas durante sua evolucdo. O quadro
articular da SBY em geral tem inicio em grandes articulagoes,
especialmente joelhos, e pode, evolutivamente, simular a ar-
trite reumatoide, como no presente caso.>%¢ No Brasil, sempre
que houver presenca de oligoartrite de grandes articulagoes
impoe-se a investigacdo de SBY, devendo-se pesquisar ante-
cedentes epidemiolégicos e clinicos.

O LIM-17 adota como critério diagnéstico da SBY a presen-
ca de parametros maiores: epidemiologia positiva, EM ou sin-
tomas sistémicos, e sorologia positiva; e menores: anteceden-
tes de episédios sistémicos compativeis com SBY; sintomas
de fadiga cronica ou disfun¢do cognitiva; distirbios de autoi-
munidade e visualizagdo de espiroquetideos no sangue peri-
férico.* A paciente frequentou areas de risco, conviveu com
animais domeésticos e teve episédios de picadas por carrapa-
tos. Os vetores da SBY costumam infestar animais de convivio
préximo ao homem.'¢ O fato de a paciente negar histéria de
picada recente néo é surpresa, pois o contagio pode ter ocor-
rido meses ou anos antes dos sintomas atuais.

Tabela 1 - Analise evolutiva do liquido cefalorraquidiano

Liquor Ref Enf clinica Enf clinica Amb Amb Amb Enf
médica médica neurologia

Data 13/12/2006 15/12/2006 19/03/2007 04/04/2007 13/07/2007 30/07/2007
Leucécitos (/mm?) 0-5 960 160 65 81 190 18
Neutréfilos 1 3 7 42 6 0
Linfécitos 94 90 76 41 73 67
Mondcitos 3 6 17 15 19 21
Glicose (mg/dL) 50 - 90 41 44 55 48 63 80
Proteinas (mg/dL) <40 62 49 38 43 32 30
B. burgdorferi
ELISA IgM - - - Negativo Negativo -
ELISA IgG - - - Negativo Negativo -

Ref, valor de referéncia; Enf, enfermaria; Amb, ambulatério.
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Tabela 2 - Analise evolutiva da sorologia para Borrelia burgdorferi

Sorologia B. burgdorferi Ref Amb Amb Enf neurologia Amb Amb
Data 11/04/07 11/07/07 23/07/07 26/09/07 14/11/07
ELISA IgM 1/100 Neg 1/100 Neg Neg Neg
ELISA IgG 1/400 1/800 Neg Neg Neg Neg
WB IgM 2 1b 2b 2b Neg Neg
WB IgG a 3b 3b Neg Neg Neg

Neg, negativo; Ref, valor de referéncia; Amb, ambulatério; Enf, enfermaria.
2Considera-se WB positivo a presenca minima de 4 bandas IgG; ou de pelo menos 2 bandas IgM; ou pelo menos 2 bandas IgG e 1 banda IgM
simultaneas. Ceftriaxone foi iniciada em 29/06/07.
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