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Hisﬁoﬁiﬂ del articulo: Introduccion: Syncephalastrum spp. es un mucoral que excepcionalmente produce patologia. Las bolas
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Métodos: Se describen 2 casos clinicos de bola flingica sinusal por Syncephalastrum spp. y se realiza
revision bibliografica.
Resultados: Dos pacientes fueron tratadas de sendos casos de bola flingica sinusal. Al ser analizadas sus
Rinosinusitis muestras se determiné que su etiologia era Syncephalastrum spp. En la literatura se describe un caso de
Mucormicosis bola flingica pulmonar por Syncephalastrum spp. Todos los casos, incluyendo los descritos en el presente
Mucorales estudio, tuvieron una buena evolucién tras tratamiento.
Conclusiones: Syncephalastrum spp. es un hongo filamentoso que debe ser considerado como etiologia de
bola flngica sinusal.
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ABSTRACT

Keywords: Introduction: Syncephalastrum spp. is a mucoral that rarely produces pathology. Fungal balls caused by
Syncephalastrum spp. this genus are infrequent. It requires early diagnosis and treatment to avoid associated morbidity and
Rhinosinusiti; mortality.
mszgg‘gom Methods: We describe 2 clinical cases of sinus fungus balls caused by Syncephalastrum spp. and review
the literature.
Results: Two patients were treated for sinus fungus balls. When their samples were analysed, the aetiology
was determined to be Syncephalastrum spp. A case of pulmonary fungus ball due to Syncephalastrum spp. is
described in the literature. All cases, including these described in the present study, had a good evolution
after treatment.
Conclusions: Syncephalastrum spp. is a filamentous fungus that should be considered as an aetiology of
sinus fungus ball.
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Introducciéon

Syncephalastrum spp. es un género de hongos del orden de los
mucorales que se encuentra con frecuencia en sustratos organi-
cos, excrementos, alimentos y plantas'2. Se han descrito pocos
casos clinicos por este género en infecciones de diversa gravedad
y localizacién: rino-orbitaria, rino-orbitocerebral, ungueal, pulmo-
nar, abdominal, piel y partes blandas®-°,

La bola flingica causa un tipo de rinosinusitis fingica no invasiva
formada por una densa coleccién de hifas que no penetra el tejido
de la cavidad corporal en la que se aloja, produciendo una escasa
reaccion inflamatoria’.

Estas entidades tienen una evolucién benigna tras cirugia endos-
copica nasosinusal (CENS), sin requerir tratamiento antifngico, y
escasas recidivas. En pacientes inmucomprometidos pueden ter-
minar siendo invasivas y fatales’-°.

En este articulo se presentan 2 casos de bola flingica por Syncep-
halastrum spp. y se realiza una revisién de la literatura.

Métodos

Se describen los 2 casos de bola flingica por Syncephalastrum spp.
Serealiza una biisqueda bibliografica en Embase, PubMed y Scopus,
utilizando los términos «Syncephalastrum sp.», «Syncephalastrum
spp.», «Syncephalastrum monosporum» y «Syncephalastrum fungus
ball». Se revisan edad, sexo, pais, comorbilidades o factores de
riesgo, patologia, tratamiento y evolucién de los casos encontrados.

Resultados
Caso clinico 1

Mujer de 79 afios de edad, residente en Valladolid, con
antecedentes de paralisis facial periférica derecha de etiologia des-
conocida, diabetes mellitus tipo 2 e hipertensién arterial. En marzo
del 2022 acudié al Servicio de Neurologia por sufrir espasmos pos-
paralisis que aumentaron en intensidad en los Gltimos 3 afios y
presencia de cefalea en el Gltimo mes.

En la tomografia computarizada (TC) craneal, como hallazgo
casual, se observ6 una ocupacioén del seno maxilar derecho con
una estructura hiperdensa, serpiginosa en su interior y engrosa-
miento periéstico, hallazgos compatibles con la presencia de una
bola flngica.

La paciente fue derivada al Servicio de Otorrinolaringologia
(ORL), no refiriendo sintomatologia compatible con una bola fiin-
gica. En la fosa nasal derecha se aprecié abundante mucosidad
purulenta a través del ostium de drenaje del seno maxilar derechoy
se solicité una TC de senos paranasales con idénticos resultados que
la TC anterior. Se realiz6 una meatotomia media mediante CENS,
procediendo al lavado del seno hasta la retirada de todo el material
fangico. Se recogieron muestras de tejido del seno maxilar y del
contenido para estudio microbiolégico y anatomopatolégico.

En el Servicio de Microbiologia se realizé un estudio bacterio-
l6gico y micolégico. A las 24h, en el medio de agar Sabouraud
con cloranfenicol (Becton Dickinson, Franklin Lakes, Estados Uni-
dos) a 37°C crecieron 3 unidades formadoras de colonias blancas
tanto en el anverso como en el reverso, de aspecto algodonoso
(fig. 1). A las 48 h viraron a color gris, mas tenue en el reverso.
El hongo se identificé por espectrometria de masas MALDI-TOF
(Bruker Daltonics MALDI Biotyper, Billerica, Estados Unidos) como
Syncephalastrum monosporum (S. monosporum), con score 2,21. En
el examen microscépico con azul de lactofenol, se observaron hifas
no septadas, hialinas y esporangiéforos con una vesicula termi-
nal rodeada de merosporangios cilindricos de pared delgada, mas
estrechos en su base que en sus extremos. Cada merosporangio
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poseia 7 merosporas 0 menos y se encontraron muy escasos rizoi-
des. Las caracteristicas fenotipicas no permitieron diferenciar la
especie de Syncephalastrum?5.

La cepa fue enviada al Centro Nacional de Microbiologia (CNM)
donde se consiguié secuenciar solo una parte de la regiéon ITS
del ADN ribosomal. La secuencia presenté coincidencia, en primer
lugar, con Syncephalastrum racemosum y, en segundo lugar, con
S. monosporum. La secuenciacién de la region D1/D2 del gen 28S
rRNA no permitié discernir entre ambas especies, al tener la misma
secuencia.

La histopatologia de los tejidos mostré acimulos de hifas y
esporas, ademas de infiltracién inflamatoria polimorfa con células
plasmaticas, linfocitos y leucocitos polimorfonucleares.

Tras la intervencién, la paciente permanece con el seno maxilar
permeable y sin recidivas.

Caso clinico 2

Mujer de 54 afios, residente en Valladolid, fumadora y sin
comorbilidades, derivada desde Atencién Primaria a consultas
externas de ORL en septiembre del 2023 para valoracién por
insuficiencia respiratoria nasal de larga evolucién. Intervenida en
2 ocasiones de septoplastia, la clinica habia empeorado tras sufrir
un traumatismo nasal.

En consulta se visualiz6 desviacién septal izquierda y moco
purulento en el meato medio de la fosa nasal derecha. La TC de
senos prequirdigica mostré la desviacién septal, la ocupacién del
seno esfenoidal derecho con calcificaciones en su interior, asi como
esclerosis de los margenes 6seos. Igualmente se evidencié ocupa-
cién del receso frontal izquierdo, celdas etmoidales bilaterales y
ambos senos maxilares. Ante estos hallazgos se decidi6 la realiza-
cion de CENS en el mismo tiempo quirdrgico que la septoplastia.

La paciente fue intervenida en octubre del 2023, encontrando
un probable micetoma esfenoidal derecho, asi como mucosa engro-
sada/polipoidea en senos etmoidales anteroposteriores derechos e
izquierdos y moco/pus en senos etmoidal posterior y esfenoidal
izquierdo. Se enviaron muestras para cultivo microbiolégico de la
bola fangica esfenoidal derecha y para estudio anatomopatolégico
de los senos etmoidales, maxilar derecho y esfenoidal derecho.

En el cultivo microbiolégico del seno esfenoidal creci6 alas 24h
un hongo coniguales caracteristicas macro y microscépicas del caso
clinico 1, siendo compatible con la presencia de Syncephalastrum
spp. que se identific6 mediante MALDI-TOF como S. monosporum,
conscore2,17.Este aislado no se envié al CNM dada labenignidad de
la enfermedad y la baja rentabilidad de la secuenciacién observada
enel caso 1.

En la histopatologia de la mucosa respiratoria del seno etmoidal
izquierdo se observaron cambios por inflamacién crénica y formas
fngicas no invasivas, mientras que en la muestra obtenida del seno
esfenoidal derecho solo se evidenciaron formas flingicas, sin obser-
varse tejido viable para valorar invasién. El resto de muestras no
presentaban formas fangicas.

Actualmente, la paciente se encuentra asintomatica.

Revision bibliogrdfica

En la literatura solo se describe un caso de bola fiingica en 1979
por Syncephalastrum spp., que ocupaba una cavidad en el 16bulo
pulmonar superior izquierdo'?. El paciente era un hombre de 61
afos sin comorbilidades, procedente de Estados Unidos al que, a
pesar de no observarse invasividad, debido al desarrollo de una
hemoptisis masiva se le practic6 una lobectomia superiorizquierda,
con curacién posterior.
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Figura 1. Ay B) Anverso y reverso de colonias tras 48 h de incubacién en agar Sabouraud. C) Syncephalastrum spp. tefiido con azul de lactofenol.

Discusion

En este estudio se presentan los 2 primeros casos descritos de
bola fiingica sinusal por Syncephalastrum spp. Esta es una entidad
poco frecuente, que cuando expresa sintomatologia es similar a
la de otras rinosinusitis crénicas, siendo Aspergillus spp. el agente
etiolégico de mas de un 90% de los casos’. Afecta a personas inmu-
nocompetentes, siendo mas prevalente en mujeres de mediana
edad y estd asociada a cirugia dental’.

En los casos descritos, una de las pacientes era de avanzada edad
y no se encontraron antecedentes de cirugia dental. Sin embargo, la
otra paciente sufrié un traumatismo nasal. Siendo el traumatismo
uno de los factores de riesgo mas comunes para sufrir una infec-
cién rino/orbital/cerebral por Syncephalastrum spp., quizas haya
desempefiado un papel en la formacién de la bola fiingica®'!. Las
bolas flingicas se encuentran principalmente en un seno, siendo el
maxilar el mas frecuente’?; sin embargo, en el caso 2 se hallaron
en los senos esfenoidal y etmoidal.

La benignidad de esta patologia, en nuestro caso, se favorece
porque, entre los mucorales patogénicos, los del género Syncep-
halastrum se consideran los de menor patogenicidad>'2. Como es
habitual en estos cuadros, solo se precisé CENS, sin ser necesaria la
administracion de antifiingicos’-8. El hecho de que se observen tan
pocos casos de bola flingica por Syncephalastrum spp. quizas se deba
aladificultad de llegar a su etiologia por medio de cultivos, habién-
dose objetivado en un estudio previo que solo el 32,1% de los que
realizaron a bolas fiingicas sinusales fueron positivos'3. Tampoco
puede descartarse un sesgo de publicacién. A efectos diagnésticos,
laTCy la histopatologia son mas rentables’-'4, aunque no se llegue
a identificar la especie causante.

Aunque la secuenciacién de la regién ITS muestra resultados
conflictivos, la literatura describe las dificultades que entrafia esta
en el género Syncephalastrum®'>. En la bibliografia hay discordan-
cia en la descripcién morfolégica de S. monosporum?®. Esto, unido a
los resultados no concluyentes de la secuenciacién, hacen que solo
se hayan podido identificar los aislados a nivel de género. A pesar
del buen score obtenido en el MALDI-TOF, podria ser otra especie de
Syncephalastrum distinta pero filogenéticamente cercana a esta>©.

En conclusién, Syncephalastrum spp. es un hongo filamentoso a
tener en cuenta como etiologia de las bolas flingicas sinusales.
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