CASO CLIiNICO

Sindrome da panqueca
e hipersensibilidade a AINEs:
A proposito de um caso clinico

Pancake syndrome and hypersensitivity to NSAIDs: A case report

Data de rececdo / Received in: 1/7/2020
Data de aceitagdo / Accepted for publication in: 6/12/2020

Rev Port Imunoalergologia 2021; 29 (3): 215-218

Mariana Lobato"" "/, Ana Palhinha'" "/, Ana Margarida Romeira', Paula Leiria Pinto'?

I' Servico de Imunoalergologia, Hospital de Dona Estefinia, Centro Hospitalar Universitério de Lisboa Central — CHULC, EPE
2 Centro de Estudos de Doengas Crénicas — CEDOC, Integrated Pathophysiological Mechanisms Research Group,

Nova Medical School
* Os autores contribuiram igualmente para a elaboragdo do artigo

Both authors contributed equally to the elaboration of this article

RESUMO

A anafilaxia provocada pela ingestao de farinhas contaminadas por acaros, nomeadamente farinha de trigo, € uma
entidade rara. Descrevemos o caso de um rapaz de 12 anos, com antecedentes de rinite alérgica e suspeita de hiper-
sensibilidade a anti-inflamatorios ndo esteroides, que apresentou dois episoédios de anafilaxia sem desencadeante
conhecido. Ambos os episédios ocorreram apos ingestao de alimentos, que foram posteriormente tolerados. Rea-
lizaram-se testes cutaneos por picada para aeroalergénios e para os alimentos ingeridos antes das reagdes, positivos
para acaros e farinha de trigo do pacote utilizado e negativos para o extrato comercial de trigo, gliadina e farinha de
trigo com e sem fermento de novos pacotes. Assumiu-se o diagnéstico de “sindrome da panqueca” e comprovou-se
a hipersensibilidade a ibuprofeno, por resultado positivo em prova de provocagao oral. Apresentamos este caso por
se tratar de um diagnéstico que exige elevado nivel de suspeigao, devendo ser considerado no diagnostico diferencial

de anafilaxia sem causa aparente.
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ABSTRACT

Anaphylaxis triggered by ingestion of dust mite contaminated flour, namely wheat flour (WF), is a rare entity. We describe
the case of a twelve-year-old male patient with a previous history of allergic rhinitis and suspicion of non-steroidal anti-inflam-
matory drugs hypersensitivity, who developed two anaphylactic reactions to an unidentified trigger. Both episodes took place
after ingestion of food that was subsequently tolerated. We performed cutaneous skin prick tests to aeroallergens and to the
food ingested previously to the reactions, with positive results to numerous mite species and WF from the implicated package
and with negative results to commercial extracts of wheat, gliadin, WF with/without baker’s yeast from new packages. We
assumed the diagnosis of “pancake syndrome” and confirmed the ibuprofen hypersensitivity with a positive drug provocation
test. We present this case because identifying this syndrome requires a high level of suspicion and it should be considered in the

differential diagnoses of anaphylaxis of unknown cause.
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INTRODUCAO

m doentes com patologia alérgica, como rinite,
asma ou dermatite atépica, os acaros sao os ae-
roalergénios sensibilizantes mais frequentemen-
te identificados. Desde ha alguns anos verifica-se o
aparecimento de reagoes alérgicas graves e potencial-
mente fatais apos a ingestao de alimentos cozinhados
com farinha de trigo contaminada por varias espécies
de 4caros"23. Uma vez que, em muitos dos casos re-
portados, o alimento envolvido foi a panqueca, a enti-
dade ficou conhecida como “sindrome da panque-
ca”3*3, Os primeiros casos foram descritos em 1993
e, embora considerada uma entidade rara, parece
estar subdiagnosticada?3>, A literatura relata uma
maior frequéncia de casos de hipersensibilidade (HS)
a anti-inflamatorios nao esteroides (AINEs) em doen-
tes com esta sindrome*®.
A maioria dos casos publicados tem origem em paises
como Espanha, Japao, Venezuela e EUA e os autores nao
encontraram na literatura nenhum caso publicado em

Portugal.

DESCRIGCAO DO CASO

Doente do género masculino, 12 anos, seguido em
consulta de Imunoalergologia por rinite, suspeita de HS
medicamentosa ao ibuprofeno e histéria de dois episddios
de anafilaxia sem desencadeante identificado.

Em junho de 2018, cerca de 30 minutos apos toma de
Ibuprofeno e amoxicilina por infegao respiratoria, o doen-
te apresentou edema palpebral exuberante. Na altura,
nao recorreu ao servico de urgéncia (SU) e foi medicado
no domicilio com anti-histaminico (AH) durante dois dias,
até resolucao total das queixas. Referia ocorréncia de dois
episodios semelhantes no passado, apds toma de AINEs
nao identificados.

Em julho de 2018, aproximadamente |15 minutos apos
o almogo (frango panado, esparguete e alface), desenvol-
veu reagao anafilatica, caracterizada por mal-estar, calor,
sudorese, prurido cutineo generalizado, sensagao de
aperto orofaringeo, prurido nasal e ocular e rinorreia
anterior. O doente negava toma prévia de qualquer far-
maco ou realizacdo de exercicio fisico no dia da reacio.

Recorreu ao SU, onde foi medicado com adrenalina intra-
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muscular (IM), corticoide e AH injetavel. Teve alta 10
horas depois, assintomatico.

Em agosto de 2018, imediatamente apos jantar (pes-
cada frita panada e panqueca), iniciou quadro de tosse,
dor abdominal, prurido naso-ocular, rinorreia, epifora e
prurido cutdneo generalizado. O doente referia que pre-
viamente a ingestao teria iniciado nauseas apos a inalagao
dos vapores de fritura da pescada. Tomou AH no domi-
cilio e recorreu ao SU, onde foi novamente medicado
com adrenalina IM, corticoide e AH endovenosos, com
resolugao do quadro. Tal como no primeiro episédio,
negava toma prévia de farmacos ou realizagao de exerci-
cio fisico nesse dia.

Apos os dois episodios de anafilaxia descritos, o doen-
te referia ter voltado a ingerir todos os alimentos con-
sumidos nos dias das reagoes, nomeadamente pescada,
alface, frango, limao, esparguete, ovo e alimentos con-
tendo trigo, sem qualquer reagao adversa. Verificou-se,
ainda, que em ambos os episodios os alimentos teriam
sido confecionados em casa, tendo sido utilizada farinha
de trigo da mesma marca para panar o frango, a pescada
e fazer a panqueca, embora nas duas ocasioes tivesse sido
utilizada farinha de pacotes diferentes.

No ambito da investigagdo efetuada em consulta de
Imunoalergologia, o doente realizou testes cutineos por
picada (TCP) para aeroalergénios, que foram positivos
para Dermatophagoides pteronyssinus, Dermatophagoides
farinae, Lepidoglybhus destructor, Tyrophagus putrescentiae,
com diametros médios de papula (DMP) de 8 mm, 5 mm,
12 mm e 4,5 mm, respetivamente, histamina de 5 mm e
controlo negativo nao reativo. Foram realizados TCP com
os extratos comerciais de trigo, gliadina, ovo, gema, cla-
ra, ovalbumina, ovomucoide, LTP e profilina, que foram
negativos.

Foram ainda testados por método picada-picada os
seguintes alimentos em natureza: farinha de trigo do pa-
cote utilizado na segunda reagao (que o doente ainda
tinha em casa), farinha de trigo da mesma marca com e
sem fermento (mas com novos pacotes, distintos dos

utilizados), farelo de trigo, fermento, bicarbonato e limao

(polpa e casca). Estes testes foram francamente positivos
(DMP de 14,5 mm) para a farinha de trigo do pacote
utilizado na segunda reagao anafilatica e negativos para
todos os outros (nomeadamente farinha de trigo da mes-
ma marca, mas de um pacote diferente).

Relativamente a suspeita de alergia a farmacos, ex-
cluiu-se HS a amoxicilina, apés realizagao de TCP e in-
tradérmicos com betalactimicos, negativos na leitura
imediata e tardia (benzilpenicilina, determinantes minor
(MDM) e major (PPL) da penicilina, amoxicilina/acido cla-
vulanico e cefuroxima até as concentracdes maximas nao
irritativas) e, posteriormente, prova de provocagao
oral (PPO) com amoxicilina, que foi negativa. Quanto aos
AINEs, confirmou-se a HS a ibuprofeno através de PPO
positiva, com prurido ocular, hiperemia conjuntival e ede-
ma palpebral bilateral exuberante cerca de 30 minutos
apos dose cumulativa de 300 mg de ibuprofeno. O doen-
te realizou ainda PPO com paracetamol (1000 mg) e ni-
mesulide (100 mg) como farmacos alternativos, que foram
negativas.

Atendendo ao quadro descrito, nomeadamente sinto-
mas alérgicos graves apos ingestao de alimentos que con-
tinham farinha de trigo e, inclusive, apos inalagao de va-
pores, como ja descrito noutros casos na literatura?, com
tolerancia posterior a trigo; histéria prévia de rinite alér-
gica com sensibilizagdo a acaros; testes cutaneos positivos
paraafarinha de trigo consumida antes da segunda reagao
anafilatica e negativos para farinhas semelhantes (mesma
marca, pacote novo) e HS a AINEs (ibuprofeno), assumiu-
-se o diagnostico de “sindrome da panqueca’™.

Foram dadas indicages para evicgao de alimentos
confecionados com farinhas armazenadas sem os cuidados
adequados (recipientes fechados no frigorifico), bem como
eviccao de ibuprofeno, tendo como alternativas o para-
cetamol e o nimesulide.

Foi prescrito autoinjetor de adrenalina, corticoide
oral e anti-histaminico como medicagdao de emergéncia
na eventualidade de nova reagao. Esta agendada PPO com
AAS para diagnostico de HS especifica a ibuprofeno vs
de classe a AINEs inibidores da COXI8.
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DISCUSSAO/CONCLUSAO

Apesar de pouco frequentes, as reagoes alérgicas a
farinhas contaminadas por acaros podem ser muito gra-
ves e, por vezes, a investigagao de alergia alimentar pode
nao ser suficiente, levando ao diagnéstico de anafilaxia
idiopatica em detrimento de “sindrome da panqueca”. De
acordo com a literatura, os alergénios responsaveis por

esta sindrome sdo termorresistentes’®!°

, 0 que justifica
as reagoes com alimentos submetidos a temperaturas
elevadas, como no caso do doente descrito. Como tal, a
Unica profilaxia possivel para estas reagoes é o armaze-
namento das farinhas a baixas temperaturas, que favore-
ce o estado protoninfa, em que os acaros nao se podem
reproduzir®?.

Relativamente a patogénese da associagao entre a ato-
pia e a HS aos AINEs pode ser explicada por fatores gené-
ticos, linkage entre os genes da atopia e o da enzima LTC4
sintetase e a propria agao dos acaros através de mecanismos
imunoldgicos (dependentes da IgE) e nao imunoldgicos*67?,
A elevada prevaléncia de casos justificou inclusivamente a
proposta de uma nova triade em 1997 por Sanchez-Borges
etal. de hipersensibilidade a AINEs, rinite alérgica e reages
graves a alimentos contaminados por acaros®.

Assim sendo, pretendemos alertar para esta entidade
em doentes com reagoes alérgicas apés ingestao de ali-
mentos com farinhas, em especial para casos com ante-
cedentes de patologia alérgica respiratoria e hipersensi-

bilidade a AINEs.
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