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(Cual es su diagnostico?

What should the diagnosis be?

Muijer de 35 afios sin antecedentes patolégicos de interés, que
solicita tratamiento con implantes osteointegrados (IOl) en tercer

cuadrante.

Al realizar una ortopantomografia (OPM) se observa como hallaz-
go casual una imagen de densidad metdlica a nivel de seno maxi-

lar derecho (Fig. 1). La paciente esta cli-
nicamente asintomatica. Se decide estu-
dio mediante tomografia computeriza-
da, que objetiva nuevamente la presen-
cia de una imagen de densidad metali-
ca en seno maxilar derecho, acompafia-
do de engrosamiento de la mucosa sinu-
sal, sin otros hallazgos destacables (Fig.
2).

Se realiza endoscopia nasal (Fig. 3)
en la que se observa poliposis, y un moco
intrasisunal muy viscoso, de dificil eva-
cuacién, del que se toman muestras para
estudio anatomopatolégico y microbio-
I6gico (Fig. 4).

Female, 35 years old with no previous pathological back-
ground of interest, requested treatment with osseointegrated

implants (Oll) in the third quadrant.

Figura 1. Ortopantomografia que muestra ima-
gen radiopaca en makxilar superior derecho.
Figure 1. Orthopantomography showing radio-
pacity in right maxilla.

On carrying out the orthopantomography (OPG) an image
with a metallic density was observed by chance in the right

maxillary sinus (Fig. 1). The patient was clinical-
ly asymptomatic. The computerized tomography
examination once again showed the presence of
a metal-dense image in the right maxillary sinus,
together with thickening of the mucosa in the
sinus. There were no other findings of note (Fig.
2).

Nasal endoscopy was carried out (Fig. 3) which
showed polyposis and very viscous mucus in the
sinus that was difficult to drain. Samples were
taken for pathologic and microbiological studies

(Fig. 4).

Figura 2. Tomografia computerizada que mues-
tra la localizacion intrasinusal de una estrucu-
tua de densidad metélica, con engrosamiento
de la mucosa sinusal.

Figure 2. Computed tomography showing a struc-
ture with a metal density in a sinus and a thicke-
ning of sinusal mucosa.

Figura 3. Visién endoscépica del seno maxilar
afecto.

Figure 3. Endoscopic view of the affected maxi-
llary sinus.

Figura 4. Imagen histolégica de la muestra
donde se observa la presencia de hifas disper-
sas.

Figure 4. Histologic appearance of the sample
showing scattered hyphae.
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Aspergilosis simulando cuerpo extrafio

intrasinusal

Sinus aspergillosis with a foreign body appearance

A. Pradillos Garcés', |. Gonzalez Lagunas’, X. Martinez Fuster, |. Mareque Bueno',

G. Raspall Martin', H. Umbert Massegur?

Discusion

Ante el hallazgo casual de una imagen sugestiva de cuerpo extra-
fio de densidad metdlica a nivel del seno maxilar se debe plantear
el siguiente diagnéstico diferencial: a) existencia de restos radicu-
lares intrasinusales, b) presencia de cuerpos extrafios intrasinusales
por otros mecanismos (p.ej. perdigones), ¢) tatuajes de amalgama,
d) calcificaciones sinusales inespecificas y e) sinusitis fingica alér-
gica (SFA).

En este caso se pueden descartar de entrada algunos de estos
diagndsticos: en las dos primeras situaciones (a y b) existiria una mani-
pulacién dentaria del maxilar o un antecedente traumatico previo
gue no se halla en la historia clinica. En una implantacién traumati-
ca de amalgama (c) se encontraria como antecedente un tratamiento
odontol6gico compatible con el diagnéstico, ademas de la eviden-
cia de un tatuaje visible en la mucosa oral; en este caso no existe
manipulacién previa con amalgama y la exploracién de la mucosa es
normal. Podria tratarse de un osteoma intrasinusal (d), aunque es una
patologia que se da mucho més frecuentemente a nivel de senos fron-
tales, siendo raro en el seno maxilar, por lo que de entrada tampoco
se va a tener en consideracion. En este caso, el estudio histolégico
del moco obtenido por endoscopia mostré abundantes eosindfilos,
cristales de Charcot-Leyden e hifas fangicas dispersas (Fig. 4), lo que
orientd el caso como una infeccién fangica sin invasién mucosa ni
Osea sugestiva de sinusitis fingica alérgica (e).

Ante la orientacién diagnéstica, se procedié al drenaje endos-
copico de la mucosa impactada y aireacién del seno afectado. Se
completé el tratamiento con la administracién de corticoides sis-

1 Servicio de Cirugia Oral Maxilofacial
Hospital Vall d’Hebron, Barcelona, Espafia
2 Servicio de ORL Clinica Girona, Girona, Espafia

Correspondencia:
Alba Pradillos Garcés

Servicio de Cirugfa Maxilofacial Hospital Vall d’Hebron
P Vall d'Hebron 129

08035 Barcelona

Email: 38640apg@comb.es

Discussion

Following the chance discovery of an image in a maxil-
lary sinus with a metallic density that is suggestive of a for-
eign body, the following differential diagnosis should be con-
sidered; a) the existence of remains of a root in the sinus, b)
presence foreign bodies in the sinus from a different source
(e.g. pellet), ¢) amalgam tattoos, d) non-specific calcifica-
tions in the sinus and e) allergic fungal sinusitis (AFS).

In this case some of these diagnoses can be ruled out
from the start: in the first two situations (a and b) there
would be evidence of the maxilla having been manipulat-
ed dentally, or of previous trauma not included in the patient’s
medical history. In the event of the implantation of amal-
gam because of trauma (c) there would be previous dental
treatment compatible with the diagnosis, in addition to a
tattoo visible on the oral mucosa.! In this case there was no
previous use of amalgam and the examination of the oral
mucosa proved normal. An intra-sinusal osteoma could be
possible (d), although it is a pathology that is more usually
observed in the frontal sinuses, and it is rarely found in the
makxillary sinuses, so from the beginning this need not be
taken into consideration. In this case, the histological study
of the mucus obtained by endoscopy showed an abundance
of eosinophils, Charcot-Leyden crystals and scattered fungal
hyphae (Fig. 4). This directed the case towards a fungal infec-
tion with no mucosal or osseous invasion, and it was sug-
gestive of allergic fungal sinusitis (e).

In view of this diagnostic orientation, endoscopic drainage
was carried out of the mucosal blockage and the affected
sinus was aerated. The treatment was completed with the
administration of systemic corticoids, as the complete elim-
ination of hyphae and spores is unlikely even with the best
surgery.

Allergic Fungal Sinusitis (AFS) is a non-invasive fungal
disease that has traditionally been linked with an IgE-medi-
ated hypersensitivity reaction to fungal antigens in young
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témicos, debido a que incluso con la mejor cirugia es poco pro-
bable poder eliminar por completo hifas y esporas.

La sinusitis fingica alérgica (SFA) es una enfermedad fangica no
invasiva relacionada clasicamente con una reaccién de hipersensi-
bilidad a antigenos fingicos mediada por IgE en el adulto joven,
inmunocompetente, afecto de rinitis o sinusitis crénica y/o polipo-
sis nasal recurrentes a pesar de tratamiento médico y/o quirdrgi-
co.2 No existe predominio de sexo. En ocasiones el proceso puede
llegar a ser invasivo,® pudiendo incluso erosionar el hueso.

Fue descrita inicialmente hace mdas de una década por Millar y
Lamb,*5 y se denomind “Aspergilosis Sinusal Alérgica” por su simi-
litud histopatolégica con la “Aspergilosis Broncopulmonar Alérgi-
ca” (ABPA). Estudios posteriores han demostrado que la mayoria
de casos con esta entidad clinica eran causados por especies dis-
tintas a Aspergillus, por lo que actualmente a esta entidad se le
denomina "Sinusitis Fingica Alérgica".

La sospecha diagndstica se plantea ante el fracaso repetido del
tratamiento antibiético adecuado en una sinusitis crénica y, menos
frecuentemente, ante el hallazgo radiolégico de una imagen meta-
lica intrasinusal simulando un cuerpo extrafio,é (necesitando igual-
mente ante esta eventualidad un alto grado de sospecha clinica). Exis-
ten algunos factores predisponentes que pueden orientar en el diag-
néstico como son un huésped atdpico, la carga ambiental del hongo
o determinadas condiciones anatémicas locales como una poliposis
masiva, desviacién septal u obstruccién del complejo osteomeatal.

En procesos de larga evolucién puede incluso haber exoftalmos,
diplopia e invasién intracraneal (especialmente en nifios).

En el estudio radiolégico se encuentran iméagenes puntiformes
radioopacas, de densidad metdlica, en la radiografia simple y en
la tomografia computarizada (TC). En la TC se identifican masas
densas heterogeneas en el interior de los senos paranasales, con o
sin afectacién 6sea. Al valorarlas en una resonancia magnética (RM),
estas masas mucinosas se identifican como isointensas en T1 e
hipointensas en T2.

Ante un cuadro clinico de estas caracteristicas debe realizarse
una endoscopia nasal como proceso diagnéstico y terapéutico. El
hallazgo habitual es un estasis de unas secreciones de gran densi-
dad que obstruyen el drenaje sinusal y que se acompafian de edema
e inflamacién de la mucosa.

En 1994, Bent y Kuhn describieron cinco criterios diagnésticos
que en la actualidad siguen siendo los de mayor aceptacién, y que
incluyen: 1) hipersensibilidad tipo | confirmada por la historia cli-
nica, pruebas cuténeas o serolégicas, 2) existencia de poliposis nasal,
3) imagen caracteristica de material hiperdenso en la TC, 4) evi-
dencia histolégica de mucina eosinofilica sin invasién flngica de los
tejidos sinusales, y 5) tincién o cultivos positivos para hongos en el
material obtenido por cirugia del contenido sinusal (no siendo el
cultivo imprescindible para el diagnéstico).” Sin embargo, existen
algunos estudios que afirman que el papel de las IgE en la etiologia
o patogenia de la SFA no estéd demostrado, y que su diagnéstico no
deberia incluir la hipersensibilidad de tipo 1.2

El diagnéstico definitivo es, por lo tanto, histol6gico:6 encontrando
una formacién de mucina alérgica que contiene eosindfilos, crista-
les de Charcot-Leyden (producto de la degradacién de los eosinéfi-
los) e hifas fingicas dispersas; se trata de una masa rica en agua, pro-
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adults that are immunocompetent, and that suffer from rhini-
tis or chronic sinusitis and/or recurrent nasal polyposis in
spite of medical and/or surgical treatment.2 There is no sex
predominance. On occasions the process can become inva-
sive,3 and bone can even be eroded.

It was first described more than a decade ago by Mil-
lar and Lamb** and it was called “Allergic aspergillosis of
the sinuses” due to the similarity with “Allergic bron-
chopulmonary aspergillosis” (ABPA). Subsequent studies
showed that most cases with this clinical entity were caused
by species that were different to Aspergillus and, as a result,
it became known as “Allergic Fungal Sinusitis”.

The suspected diagnosis is made when adequate antibi-
otic treatment for chronic sinusitis repeatedly fails, and less
frequently, when there is a radiologic finding of a metallic
image in the sinuses that appears to be a foreign body¢ (in
this event high clinical suspicion is required). There are cer-
tain predisposing factors that serve as a guide to diagnosis,
such as an atopic host, environmental burden of the fungus,
or certain local anatomic conditions such as massive poly-
posis, septal deviation or obstruction of the osteomeatal com-
plex.

If the condition has been progressing for a long time
there may even be exophthalmos, diplopia and intracranial
invasion (especially in children).

The radiological study will show dotted radiopaque
images with a metallic density in plain x-rays and in com-
puted tomography (CAT scan). The CAT scan will show dense
heterogeneous masses within the paranasal sinuses, which
may or may not affect the bone. When evaluated by mag-
netic resonance (MR), these tiny masses can be identified as
isointense on T1 and hypointense on T2 weighted images.

When confronted by a clinical picture of these charac-
teristics, a nasal endoscopy should be carried out as a diag-
nostic and therapeutic procedure. The usual findings are of
considerable stasis of secretions preventing sinus drainage
together with edema and mucosal inflammation.

In 1994 Bent and Kuhn described five diagnostic crite-
ria that are currently the most widely accepted. These include:
1) Type | hypersensitivity confirmed by the patient’s med-
ical history, skin or serological testing, 2) existence of nasal
polyposis, 3) characteristic image of hyperdense material on
CAT scan, 4) histological evidence of eosinophilic mucin with
no fungal invasion into sinus tissue, and 5) positive fungal
staining or culture in the material obtained by surgery of the
contents of the sinus (the culture is not essential for the diag-
nosis).” However, there are some studies that claim that the
role of IgE in the etiology or pathogeny of AFS has not been
demonstrated, and that its diagnosis should not be includ-
ed in Type | hypersensitivity.?

The definitive diagnosis is therefore histological® given
the appearance of a formation of allergic mucin that con-
tains eosinophils, Charcot-Leyden crystals (a breakdown
product of the eosinophils) and scattered fungal hyphae. It
is a mass that is rich in water, proteins and lipids. It has a
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tefnas y lipidos, con una cantidad de calcio variable, y con un alto
contenido en metales como el Zn, Pb, Cu, Ag y Fe;8 éstos Ultimos
podrian ser los responsables de las tipicas imagenes radiolégicas des-
critas previamente. Se han identificado mdltiples especies fangicas
como factores etiol6gicos responsables de la inflamacién inicial: Cur-
vularia, Bipolaria, Alternaria, Exserohilum, y finalmente Aspergilus,
representando algunos de los casos de SFA, pero no la mayoria.

El tratamiento de eleccién de la SFA consiste en la cirugia endos-
copica sinusal®'® con drenaje de la mucosa impactada y aireacién
de los senos afectados, mediante una antrostomia a nivel del meato
medio y/o fosa canina.’ Se debe considerar que aln con la mejor
técnica quirdrgica es poco probable conseguir la total eliminacién
de hifas y esporas, por lo que se recomienda completar el trata-
miento con la administracién de corticoides sistémicos, y poste-
riormente un seguimiento endoscépico para evaluar posibles recu-
rrencias, que son la norma en ausencia de una terapia adyuvante a
la cirugia. No existe ninguna razén por la que esté indicado el empleo
de antifingicos téxicos como la Anfotericina B para tratar sinusitis
fangicas no invasivas, y tampoco existe evidencia de la eficacia de
otros farmacos como el Itraconazol o el Fluconazol.

El pronéstico a corto plazo es bueno, pero paciente y médico
deben comprender que, con los tratamientos actuales, se trata de
una enfermedad crénica.
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Aspergilosis simulando cuerpo extrafio intrasinusal

variable quantity of calcium, and it has a high content of
metal’s such as zinc, lead, silver, copper, iron;® the latter
could be responsible for the typical radiological images
described previously. Multiple fungal species have been iden-
tified as etiological factors responsible for the initial inflam-
mation: Curvularia, Bipolaris, Alternaria, Exserohilum, and
finally Aspergillus, representing some of the AFS cases, but
not the majority.

The treatment of choice for AFS consists in sinusal endo-
scopic surgery®1° with drainage of compressed mucus and
aeration of the affected sinuses by means of an antrostomy
by the middle meatus and/or canine fossa.'" It should be
kept in mind that even with the best surgical technique, the
elimination of all hyphae and spores is unlikely. It is rec-
ommended that the treatment be completed with the admin-
istration of systemic corticoids and that an endoscopy be
included in the subsequent follow-up in order to evaluate
possible recurrences, which would be the norm in the absence
of adjuvant therapy after the surgery. There is no reason for
using toxic anti-fungal therapies such as Amphotericin B for
treating non-invasive fungal sinusitis, nor is there evidence
of the efficiency of other drugs such as Itraconazole or Flu-
conazole.

The prognosis in the short term is good, but both the
patient and doctor should understand that, given the cur-
rent treatment, it is a chronic disease.



