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REFRACTORY EPILEPSY ASTHE PRESENTING SYMPTOM OF A BRUCELLAR BRAIN ABSCESS

Summary. Introduction. Brucellosis is a zoonotic disease that is occasionally transmitted to human beings from infected
animal reservoirs. It is an important condition in endemic areas. One infrequent complication of systemic brucellosis is the
infection of the central or the peripheral nervous systems. Case report. A 54-year-old male who was being studied prior to
surgery for refractory epilepsy, with clinical expression in the form of complex partial seizures. Neuroimaging findings
revealed an expansive lesion in the right temporal lobe, which direct serological, histopathological and microbiological
evidence showed to be a chronic brucellar abscess. After combined treatment involving complete surgical resection followed
by a cycle of standard antimicrobial therapy, the patient was seizure-free at one year of follow-up. Conclusions. Despite its
low frequency, infection by Brucella must be considered in the differential diagnosis of intracranial expansive lesions, as well
asin the case of patients whose presenting symptoms are epileptic seizures. To performthe diagnosisit is especially important
to be aware of the wide range of clinical and radiological manifestations that can be produced, and which do not always
correlate. Identification of risk factors on the patient record is also a crucial step. [REV NEUROL 2006; 43: 729-32]
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INTRODUCCION

Labrucelosis es unaenfermedad infecciosa de relevanciaen &reas
endémicas de la cuenca mediterranea, Oriente Medio, América
Central y Sudameérica. Laidentificacion del microorganismo se
atribuye a Bruce (1887), quien la pudo localizar tras larealiza-
cién de una autopsia en laisla de Malta. Hughes describié en
1896 [1] el primer caso de infeccidn del sistema nervioso por el
microorganismo. La neurobrucelosis constituye una complica-
cion rarade labrucelosis sistémicay se caracteriza por unaam-
plia diversidad de manifestaciones clinicas y radioldgicas que,
€n nuUMerosas 0casi Ones, No se correlacionan.

Presentamos el caso de un paciente diagnosticado de epilep-
siarefractaria, en el que se demostré un absceso crénico bruce-
|6sico cerebral durante su estudio prequirdrgico.

CASO CLIiNICO

Varén de 54 afios remitido ala Unidad de Cirugia de la Epilepsiadel Hospi-
tal de la Princesa para una valoracion quirdrgica. Entre sus antecedentes
personales destacan la dedicacion a pastoreo de ganado caprino en su
infanciay el haber sido diagnosticado y tratado de brucelosis alos 15 afios.
Laprimera crisis epiléptica, generalizada tipo tonicoclénica, se presentd
alaedad de 18 afios. Desde entonces, el paciente refiere cuadros, con fre-
cuencia quincenal, de sensacion de mareo, cambio de humor, pérdida de
vision y audicién, con vivencia desagradable de asfixia y sensacion de
muerte inminente, asi como percepcion de necesidad imperiosa de orinar o
defecar. La sintomatologia persiste a pesar de haber recibido tratamiento
con clonacepam, &cido valproico y fenitoina. En el momento del estudio, €l
paciente se encontraba en tratamiento con clonacepam (2 mg/12 h).
Laexploracion fisicano revel 6 signos de focalidad neurol égica.
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La resonancia magnética (RM) evidencié una lesién expansiva en el
|6bulo temporal derecho con captacién anular de contraste, sin edema peri-
lesional y contenido heterogéneo en su interior (Fig. 1). La tomografia de
emision de fotén simple evidencié una zona de hipoperfusion singificativa
en laregion anterior del 16bulo temporal derecho (Fig. 2). En la arteriogra-
fia, lamasa se definiacomo avascular (Fig. 3). El estudio de videoel ectroen-
cefalografia (video-EEG) puso de manifiesto una actividad basal anémalay
presencia de ateraciones funcionales en el hemisferio derecho, con activi-
dad interictal bitemporal, predominantemente en laregién temporal derecha
posteromedial, aunque también pudo observarse en la region frontotempo-
ral izquierda (Fig. 4).

Seintervino a paciente mediante una craneotomia pterional derecha, con
electrocorticografia intraoperatoria; se identificd en la region anterior del
|6bulo temporal lalesion, que se resecd en su totalidad. Presentaba aspecto
calcificado, con una capsula que contenia material amarillento y avascular.
Se enviaron muestras para el estudio patolégico, €l cual informé que se tra-
taba de tejido inflamatorio crénico sin caracteristicas de especificidad, y
microbiol 6gico; resulté positivo €l cultivo para Brucella melitensis.

Tras obtener el diagnéstico, seinici6 el tratamiento antimicrobiano en ré-
gimen de sei's semanas con rifampicina (600 mg/24 h) y doxiciclina (100 mg/
12 h). Se realizaron estudios microbiolégicos indirectos para Brucella al
inicio (rosa de Bengala positivo, aglutinacion 1/160, Coombs 1/1.280) y fin
del tratamiento (rosa de Bengala positivo, aglutinacién 1/80, Coombs 1/320).

En €l afio siguiente alaintervencién, el paciente permaneci6 libre de cri-
sisepilépticas (Engel: grado I). El estudio del video-EEG de control presen-
t6 caracteristicas similares a las del prequirdrgico, con muy escasas mani-
festaciones interictales. En laRM de control se confirmo la reseccion com-
pletadelalesién (Fig. 5).

DISCUSION

La brucelosis, también conocida como fiebre ondulante o de
Malta, es una zoonosis causada por bacilos gramnegativos de
tamafio pequefio. Se transmite ocasionamente a ser humano
desde reservorios animales infectados, de formadirectao atra-
vés de productos lacteos contaminados [2]. El primer mecanis-
mo se basaen & contacto con animales enfermos, inoculacion o
inhalacion, lo que constituye un problema de salud, preferente-
mente en el medio rural, que af ecta sobre todo a colectivos pro-
fesionales de riesgo (ganaderos, veterinarios). Laingesta de le-
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Figura 1. a) Resonancia magnética en secuenciaT,, corte sagital: identificacion de una masa de contornos bien definidos e intensidad heterogénea en
la region anterior del I6bulo temporal derecho; b) Resonancia magnética en secuenciaT,, corte coronal: realce periférico tras la administracién de gado-
linio; ¢) Resonancia magnética en secuenciaT,: la masa presenta hipointensidad periférica, con sefial heterogénea en su interior.
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Figura 2. Tomografia de emision de fotén Figura 3. Signos indirectos de la presencia de una masa avascular en el [6bulo temporal derecho: a) Proyec-
simple realizada con 99mTc HMPAO: zona cién anteroposterior; b) Proyeccion lateral.

de hipoperfusion significativa en la region
anterior del I6bulo temporal derecho.

che no higienizada y queso fresco supone e mecanismo de
transmision més frecuente en el medio urbano. Se han descrito
seis especies dentro del género Brucella, de las cuales sélo cua-
tro pueden infectar al hombre: B. melitensis, que afecta de for-
ma preferente a cabras y ovejas, B. abortus (bévidos), B. suis
(porcinos) y B. canis (canidos). Existe un gran polimorfismo en
cuanto a su evolucién clinica, aunque clasicamente se describe
unafase aguda, febril o septicémica, seguida de una segundafa
se evolutiva en la que predominan las manifestaciones corres-
pondientes a lainfeccion de érganos o tejidos especificos.

La neurobrucelosis constituye una complicacion poco fre-
cuente de la brucelosis sistémica (incidencia del 0,5-25% en
adultos[3] y 0,8% en lapoblacion pediétrica[4]), y es unacon-
secuencia de la gran afinidad del microorganismo por €l tejido
meningeo, desde el cua puede invadir estructuras vecinas. Pue-
de manifestarse con unaampliavariedad de hallazgos clinicos y
radiol 6gicos que no siempre se correlacionan [5]: desde casos
con sintomatologia florida y ausencia de hallazgos radiol 6gi-
cos, hasta el caso opuesto. Dentro de sus formas de presenta-
cién se incluyen la meningitis (aguda, subaguda o cronica), la
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meningoencefalitis [6], la mielitis, la polirradiculitis, la mono-
neuritis, la afeccion vascular (isquemia, hemorragia, trombosis
venosa), la desmielinizacion y el pseudotumor cerebral. Las
formas menos frecuentes incluyen la afeccién cerebral focal
en formade absceso [7-22].

El diagnostico de neurobrucelosis requiere el aislamiento
del microorganismo en muestras procedentes del sistema ner-
Vioso. Los cultivos precisan un largo periodo de incubacion y
presentan una tasa baja de positividad [23], por lo que frecuen-
temente se debe recurrir a la demostracién mediante estudios
microbiol 6gicos indirectos en suero, principalmente la prueba
de rosa de Bengala, la reaccidon de aglutinacion y el test de
Coombs. Este Ultimo es de especial relevanciaen el caso de las
formas croénicas de brucelosis, dada la alta frecuencia de bajos
titulos o negatividad de la reaccidn de aglutinacion [1]. Existen
clasificaciones de la neurobrucel osis que distinguen tres grupos
basandose en su presentacion clinicay en los resultados de los
estudios diagnosticos [24]. El primero se corresponde con lame-
ningitis aguda, con baja respuesta de anticuerpos en liquido
cefalorraquideo (LCR) y el aislamiento frecuente del microor-
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EPILEPSIA REFRACTARIA'YY NEUROBRUCELOSIS
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larifampicina, el trimetoprim-sulfa-
" metoxazol y las fluorquinolonas. Se
considera de eleccion el tratamiento
combinado con rifampicina'y doxi-
ciclinadurante 45 dias en la brucel o-
sis no complicada. En los casos de
. neurobrucelosis, se prefiere asociar
trimetoprimsulfametoxazol a la ri-
fampicina, dada la dificultad para
atravesar la barrera hematoencefdli-
ca de la doxiciclina. El tratamiento
se debe prolongar a menos durante
tres meses [1,22]. Aungue en oca-
siones es inevitable valorar el trata-
miento quirdrgico de las lesiones por
su propia naturaleza, se han descrito
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Figura 4. Registro videoelectroencefalogréafico. Actividad interictal muy frecuente consistente en ondas
agudas temporales derechas y frontotemporales izquierdas (flecha). El gréafico de voltaje muestra las dos

regiones electronegativas (zonas circulares oscuras).

Figura 5. Resonancia magnética posquirlrgica en secuencia T,, corte
axial, que muestra la ausencia de restos de la lesion, asi como dilatacion
del asta temporal del ventriculo lateral a expensas de un area de gliosis-
malacia que tracciona de éste.

ganismo. En segundo lugar se identifica con una presentacion
insidiosa con afeccién meningovascular y respuesta inflamato-
riaprominente en LCR. Por Ultimo, se describe lainfeccion cré-
nica, con bajarespuestainflamatoriay lesionesirreversibles del
tejido neural.

La eleccion y la duracion del régimen de tratamiento anti-
microbiano dependen de la localizacion de la enfermedad y las
caracteristicas del paciente. Los antimicrobianos més activos con-
tralas brucelas incluyen las tetraciclinas, los aminoglucdsidos,
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en laliteratura casos de absceso bru-
celésico del sistemanervioso central
tratados con éxito Unicamente con an-
timicrobianos [22].

L os pacientes diagnosticados de epilepsia refractaria se so-
meten en nuestro servicio a una serie de pruebas complementa-
rias esténdares para valorar su candidatura a tratamiento qui-
rdrgico. En este caso, € paciente presentaba crisis epilépticas
parciales complejas. Aungue en €l registro del video-EEG las
ateraciones eran significativas y se correlacionaban con la pre-
sencia de una lesién morfoldgica en el [6bulo temporal, el pa-
ciente no presento crisis epilépticas ni registro de actividad ic-
tal, a pesar de la retirada de su tratamiento antiepiléptico habi-
tual, si bien se produjo unaremision clinicacompletatrasel tra-
tamiento delalesion.

Desde nuestra experiencia, tras un estudio realizado en 137
pacientes con epilepsia temporal [25], €l porcentagje de éxito
quirdrgico, considerado como un grado I-11 de Engel, resultd
mayor en |os pacientes con estudio de RM que evidenciaba una
lesién quirdrgica (86%) respecto alos casos con un estudio de
neuroimagen normal (62%); €l resultado fue estadisticamente
significativo.

Spencer establecio la clasificacion de las lesiones epilepto-
genas del |6bulo temporal [26,27] en cuatro grandes grupos:

— Alteraciones congénitas del desarrollo.

— Alteraciones adquiridas del desarrollo.

— Tumores.

— Alteraciones del cerebro maduro de causa extrinseca.

Las etiologias de mejor prondstico, en cuanto a la recurrencia
de crisis alargo plazo tras la realizacién de una lesionectomia
completa, vienen representadas por |0s angiomas cavernosos y
las lesiones tumorales. En nuestro centro realizamos de manera
rutinaria un estudio de electrocorticografia intraoperatoria con
el fin de evaluar la necesidad de la reseccion del area epilepto-
gena adyacente (corteza cerebral, siempre que se trate de areas
no elocuentes) o distante (complejo amigdal ohipocdmpico) ala
lesion.

A pesar de tratarse de un proceso poco frecuente, la neuro-
brucelosis debe considerarse en el diagndstico diferencial de
las lesiones expansivas intracraneal es, sobre todo en el caso de
gue existan datos sugerentes de esta etiologia en laanamnesisy
en &reas geograficas endémicas. Tanto el clinico como el radio-
logo deben conocer la amplia diversidad de sus formas de pre-
sentacion.
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EPILEPS A REFRACTARIA COMO PRESENTACI ON
DE ABSCESO CEREBRAL BRUCELOS CO

Resumen. Introduccion. La brucelosis es una enfermedad zoondsi-
ca que se transmite de forma ocasional al ser humano desde reser-
vorios animales infectados. Representa una entidad de relevancia
en areas endémicas. Una complicacion poco frecuente de la bruce-
losis sistémica es la infeccion del sistema nervioso, tanto central
como periférico. Caso clinico. Varon de 54 afios en estudio prequi-
rurgico de epilepsia refractaria, con expresion clinica en forma de
crisisparciales complejas, en el cual se demostré mediante técnicas
de neuroimagen una lesion expansiva en €l [6bulo temporal dere-
cho, filiada como absceso crénico bruceldsico mediante demostra-
cion seroldgica, histopatologica y microbiologica directa. Tras el
tratamiento combinado mediante reseccion quirrgica completa,
seguido de un ciclo de tratamiento antimicrobiano, el paciente que-
do libre de crisis tras un afio de seguimiento. Conclusiones. A pesar
de su baja frecuencia, la infeccion por Brucella debe considerarse
en el diagndstico diferencial delas|esiones expansivasintracranea-
les, asi como en los pacientes cuya forma de presentacion son las
crisis epilépticas. Para la realizacion del diagnostico es de especial
importancia el conocimiento de la amplia variedad de manifesta-
ciones clinicas y radioldgicas a las que puede dar lugar, y que no
siempre encuentran correlato, asi como la identificacion de factores
deriesgo en la historia clinica. [REV NEUROL 2006; 43: 729-32]
Palabras clave. Absceso. Brucelosis. Cerebro. Epilepsia. Neuro-
brucelosis. Resonancia magnética.
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EPILEPSIA REFRACTARIA COMO APRESENTA(;AO
DE ABCESSO CEREBRAL BRUCELOSICO

Resumo. Introdugdo. A brucelose € uma zoonose que se transmite
de forma ocasional ao ser humano a partir de reservatorios ani-
mais infectados. Representa uma entidade de relevancia clinico-
epidemiol égica em areas endémicas. Uma complicacao pouco fre-
guente da brucel ose sistémica é a infecgéo do sistema nervoso, tan-
to central como periférico. Caso clinico. Doente do sexo masculi-
no, 54 anos de idade, em avaliagéo pré-cirrgica por epilepsia re-
fractéria, com expressdo clinica na forma de crises parciais com-
plexas. A avaliagdo neuro-imagioldgica demonstrou uma lesdo
expansiva no lobo temporal direito, identificada como um abcesso
cronico por Brucella mediante demonstracgéo serolgica, histopa-
toldgica e microbioldgica directa. Apds a terapéutica combinada
por dissecacdo cirurgica completa, e terapéutica antimicrobiana, o
doente ficou livre de crises ap6s um ano de seguimento. Conclu-
sbes. Apesar da sua baixa incidéncia, a infecgdo por Brucella deve
integrar o diagnostico diferencial das lesdes expansivas intracra-
nianas, bem como nos doentes com crises epilépticas de novo. Para
o diagndstico é de especial importancia o conhecimento da ampla
variedade de manifestagdes clinicas e radiol égicas a que pode dar
lugar, nem sempre correlacionadas, bem como identificar poten-
ciais factores de risco na histéria clinica. [REV NEUROL 2006;
43: 729-32)

Palavras chave. Abcesso. Brucelose. Cérebro. Epilepsia. Neurobru-
celose. Ressonancia magnética.
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