Colegio | s .
Mexicano de Revista (]
Inmunologia Clinica - i
y Alergia, A. C.| CMICA Alergla México

Caso clinico

Girl with hypersensitivity pneumonitis. A case report

Nina con neumonitis por hipersensibilidad. Reporte de un
caso

David Loli-Ausejo,’ Francisca Vilchez-Sanchez," Margarita Tomas-Pérez’

Abstract

Background: Hypersensitivity pneumonitis entails several inflammatory lung diseases that
preferentially affect the alveolar and perialveolar tissue. It is a very rare disease in children, with a
complicated diagnosis due to the fact that antigen exposure usually goes unnoticed.

Case report: A 12-year-old girl with dry cough, dyspnea, wheezing, and tachypnea, with partial
improvement after treatment with inhaled bronchodilators and corticoids. The spirometry showed
a restrictive pattern and reduced lung diffusion capacity; in the CT scan, centrilobular ground-
glass opacities were observed, and a lymphocyte count of CD4/CD8 of 2.46 (lymphocytosis) was
obtained from the bronchoalveolar lavage. IgG positivity to bird feathers was obtained.
Conclusions: The treatment of hypersensitivity pneumonitis is based on avoiding exposure to the
causative agent, which is determined by the prognosis; for which taking an extensive medical
history is of paramount importance. Corticosteroids can be prescribed based on the clinical
response, the pulmonary function, and the radiological improvement.
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Resumen

Antecedentes: La neumonitis por hipersensibilidad agrupa varias enfermedades inflamatorias
pulmonares que afectan preferentemente el tejido alveolar y perialveolar. En nifios se trata de una
enfermedad muy rara, con diagnéstico complicado debido a que la exposicion antigénica suele
pasar desapercibida.

Caso clinico: Nifia de 12 afios que presentaba tos seca, disnea, sibilancias y taquipnea con
mejoria parcial al tratamiento con broncodilatadores y corticoides inhalados. En la espirometria
presentd un patron restrictivo y una capacidad de difusion pulmonar reducida; en la tomografia
computarizada se observaron opacidades centrolobulillares en vidrio esmerilado y del lavado
broncoalveolar se obtuvo un cociente de linfocitosis CD4/CD8 de 2.46. Se obtuvo IgG positiva a
plumas de aves.

Conclusiones: El manejo de la neumonitis por hipersensibilidad se basa en evitar la exposicion al
agente causante, lo que determina el prondstico; de ahi que resulta de vital importancia realizar
una historia clinica exhaustiva. Pueden indicarse corticosteroides en funcion de la respuesta
clinica, la funcion pulmonar y la mejoria radiolégica.
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inhalables

Abreviaturas y siglas
CVF, capacidad vital forzada

Antecedentes

La neumonitis por hipersensibilidad (NH), o alveoli-
tis alérgica extrinseca, agrupa a varias enfermedades
inflamatorias pulmonares que afectan preferente-
mente al tejido alveolar y perialveolar.!? Se induce
inmunoldgicamente tras la inhalacion reiterada de
material antigénico muy diverso, fundamentalmente
sustancias organicas de alto peso molecular o com-
puestos inorganicos de bajo peso molecular.! Clasi-
camente estd subdividida en tres formas:

*  Aguda, ocurre después de cuatro a seis horas de
exposicion a una carga antigénica grande y se
caracterizada por sintomas respiratorios y sisté-
micos y con resolucion después de aproximada-
mente 12 horas o a los pocos dias

*  Subaguda, se presentan sintomas menos inten-
sos tras una exposicion aguda recurrente. Existe
desarrollo progresivo de tos, disnea y fatiga.

*  Cronica, se desarrolla después de una exposi-
cion antigénica larga y de baja intensidad, con
sintomas mas sutiles que las formas previas.?
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NH, neumonitis por hipersensibilidad
VEF,, volumen espiratorio forzado en el primer segundo

La NH es descrita principalmente en adultos,
usualmente ligada a una exposicion profesional.!>*
En los nifios se trata de una enfermedad muy rara,
probablemente infradiagnosticada, con una preva-
lencia estimada entre 1.3 a 3.6 casos por millon.* El
diagnostico es complicado debido a que la historia
de exposicion antigénica suele pasar desapercibida
y pueden realizarse diagndsticos erroneos por otras
enfermedades mas comunes y de presentacion simi-
lar como el asma, sibilancias episddicas o infeccio-
nes virales.!?

Describimos un raro caso de NH en una nifia
que fue atendida en el Servicio de Alergologia del
Hospital Universitario La Paz en Madrid, Espafia.

Caso clinico

Nifia de 12 afios que fue atendida en el Servicio de
Alergologia del Hospital Universitario La Paz en
Madrid, Espaifia, por tos seca persistente, disnea,
sibilancias y taquipnea asociada con estornudos y
congestion nasoocular de dos meses de evolucion.
La disnea empeoraba y se asociaba a cianosis con
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los esfuerzos de intensidad leve a moderada (como
tocar el clarinete o realizar ejercicio). El pedia-
tra inici6 tratamiento con 10 mg/dia de bilastina,
100 pg/12 horas de salbutamol y 200 pg/12 horas
de budesonida, con mejoria parcial de los sintomas.
La paciente no presentaba antecedentes médicos de
interés, no habia viajado recientemente y vivia en
casa de sus padres con una cacatia ninfa desde 2016
(tres afos antes del inicio de los sintomas).

El estudio alergologico inicial incluy6é prueba
de puncioén cutanea con los aeroalérgenos mas co-
munes; los resultados indicaron positividad a pdlenes
(Lolium perenne, Olea europaea, Plantago major) y
epitelio de gato. En la espirometria basal present6 un
patron restrictivo (volumen espiratorio forzado en el
primer segundo [VEF, ] de 50 %, capacidad vital for-
zada [CVF] de 57 %, VEF /CVF de 102 %) y prueba
con broncodilatador negativa.

En el analisis sanguineo se obtuvieron los siguien-
tes resultados: inmunoglobulina E total elevada (537
kU/L) y el resto de las inmunoglobulinas fueron nor-
males (IgG 1550 mg/dL, IgA 292 mg/dL, IgM 119 mg/
dL). Los valores de las IgE especificas (ImmunoCAP
en kU/L) fueron: Ballico (Lolium perenne), 4.04; rPhl
hierba timotea (expansina), 1.75; olivo (Olea europea),
3.86; nOlel, 4.04; Platanus acerifolia, 1.1; Cupressus
arizonica, 0.38; y nCup al, 0.81.

Se indicé tratamiento con 160 pg/4.5 pg cada
12 horas de budesonida/formoterol y 10 mg/dia de
Montelukast, con el cual se consiguié mejoria parcial.
La paciente continuaba con disnea de esfuerzo, que
empeoro hasta hacerse de reposo, por lo que precisa-
ba salbutamol casi todos los dias y atencion en el ser-
vicio de urgencias hospitalarias en varias ocasiones.

Se complet6 el estudio alergolégico con radio-
grafia de torax, prueba de la tuberculina y del sudor,
cuyos resultados fueron normales; en la tomografia
computarizada de torax se observaron opacidades
centrolobulillares milimétricas en vidrio esmerila-
do predominantemente en los lobulos superiores y
leve patrén en mosaico de distribucion bilateral. En
la pletismografia se comprobé insuficiencia respi-
ratoria restrictiva leve y reducciéon moderada en la
capacidad de difusion pulmonar. Se realizé una fi-
brobroncoscopia, sin alteraciones de la anatomia de
la via aérea y en el lavado broncoalveolar se obtuvo
37 % de linfocitos, 26 % de neutréfilos, 35 % de ma-
crofagos y un cociente CD4/CDS de 2.46, con estu-
dio microbioldgico negativo.
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Dada la evolucion térpida (Cuadro 1), se com-
pletaron las pruebas de puncion cutanea con plumas
del periquito, las cuales fueron negativas, al igual
que las IgE especificas a aves. Las IgG especificas a
proteinas aviarias fueron positivas a plumas de palo-
ma, plumas de canario, plumas de periquito, plumas
de loro y excremento de periquito (Cuadro 2).

Discusion

Al evaluar la evolucion clinica de la paciente, la
respuesta parcial al tratamiento y los hallazgos en
las pruebas complementarias se buscd descartar
otros diagnosticos como aspergilosis broncopulmo-
nar alérgica, fibrosis quistica, tuberculosis u otras
infecciones.

Tras finalizar el estudio, dada la exposicion re-
petitiva a un antigeno (cacatia ninfa), los sintomas
presentados, el patron radioldgico, la alveolitis linfo-
citaria en el lavado bronquioalveolar, la disminucion
de la capacidad de difusion pulmonar y la cianosis
con el esfuerzo, se llegd al diagnostico de neumo-
nitis por hipersensibilidad. Se retir6 la exposicion a
la ninfa y por persistencia de disnea y alteracion de
la prueba de funcion pulmonar, se inici6 tratamiento
con 1 mg/kg/dia de prednisona durante ocho sema-
nas en esquema descendente y 160/4.5 ug/24 horas
de budesonida/formoterol, con el cual la paciente
presentd mejoria progresiva hasta alcanzar estado
asintomatico, en el que permanecia hasta el momen-
to de este informe.

La NH es una enfermedad que rara vez se pre-
senta en nifios; se ha descrito una mediana de edad
alrededor de 10 afios. La mayoria de los casos son
ocasionados por aves domésticas.!* En la poblacion
pediatrica se han encontrado valores positivos de
precipitinas o IgG especificas en cerca de 90 % de
los casos,* como se encontrd en la paciente descri-
ta. Los hallazgos radioldgicos de las formas agudas,
como en nuestro caso, pueden mostrar opacidades
en vidrio esmerilado, bilaterales difusas o predomi-
nantemente en las regiones perihiliares y basales, o
sindrome micronodular. En las formas cronicas, el
aspecto clasico es de fibrosis con pérdida de volu-
men; en la radiografia y tomografia computarizada
de torax se pueden observar opacidades reticulares
e imagenes quisticas agrupadas en “panalizacion”
en las bases, asociadas a signos de retraccion; sin
embargo, las lesiones quisticas o lesiones enfisema-
tosas no han sido descritas en nifios.*
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Cuadro 1. Pruebas de funcion respiratoria en una nifia con neumonitis por hipersensibilidad

Momento del tratamiento

Prueba

Antes Al inicio Al final Después
(%) (%) (%) (%)
VEF, 39.0 80.5 85.9 82
CVF 43.0 75.1 80.1 83
VEF /CVF 80.9 91.2 91.2 8
DLCO 55.0 — — 112

VEF, = volumen espiratorio forzado en el primer segundo, CVF = capacidad vital forzada, DLCO = capacidad de difusion pulmonar

Como en nuestro caso, las pruebas de funcioén
pulmonar cominmente indican un patrén restric-
tivo, aunque también puede observarse un patron
obstructivo. La disminucion de la capacidad de di-
fusion pulmonar se ha descrito como la alteracion
mas sensible.!

El lavado broncoalveolar es util para el diagnos-
tico y tipicamente revela alveolitis linfocitaria. Los
estudios de subpoblacion linfocitaria (CD4/CDS) no
son de utilidad, ya que se han demostrado resultados
dispares.®” Estudios de anatomia patoldgica se han
realizado en 20 % de los casos publicados, con una
rentabilidad de aproximadamente 100 %.

El manejo se basa en evitar la exposicion al
agente causal, siendo el mayor determinante del pro-
nodstico.? Si la eliminacion de la exposicion antigé-
nica no resulta en una recuperacion completa, puede
indicarse el uso de corticosteroides sistémicos,'?

cuyo mantenimiento debera estar guiado en funcion
de la respuesta clinica, la funcion pulmonar y la me-
joria radiologica.

Frecuentemente es complicada la identificacion
del antigeno responsable, especialmente en las for-
mas cronicas; en algunas series solo se ha encon-
trado en la mitad de los casos.®® Las principales
razones que causan diagnésticos erroneos incluyen
la falta de una relacion temporal clara entre la ex-
posicion antigénica y el inicio de los sintomas y una
inadecuada anamnesis sobre exposiciones persisten-
tes de baja intensidad.? El prondstico en las formas
agudas es excelente si el diagndstico y el tratamiento
se instauran con oportunidad, como sucedid con la
paciente descrita. En general, el prondstico es mejor
en la poblacion pediatrica que en los adultos, con
una mejoria clinica y funcional en la mayoria de los
casos después de una correcta evitacion antigénica.'”

Cuadro 2. Resultados de IgE e IgG especificas una nifia con neumonitis por hipersensibilidad

o€ (@) Al dagnosico Cortrol 5 moses

Paloma (plumas) 0 32.9 17.5

Canario (plumas) 0.04 33.7 243

Periquito (plumas) 0.01 168.0 82.7

Periquito (excremento) 0 108.0 62.6

Loro (plumas) 0 55.2 45.5
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