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Resumen

Presentamos el caso de una paciente, quien, tras haber su-
frido un cuadro de anorexia, presentaba pérdida importante
de peso y deposiciones mucosanguinolentas, de un aiio de evo-
lucién. Los signos clinicos, morfolégicos y especialmente histo-
patoldgicos son compatibles con el denominado “‘sindrome de
la dlcera rectal solitaria”, cuadro que se corresponde con un
grupo de enfermedades que con diferentes denominaciones
presentan similitud en el complejo clinico y cuyo diagnostico
es anatomopatologico. La buena respuesta al tratamiento qui-
rirgico, 3 afios después de la intervencion, nos permite consi-
derarlo una alternativa eficaz al tratamiento conservador
cuando con éste no se obtenga la respuesta deseada.
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SOLITARY RECTAL ULCER SYNDROME

We present the case of an anorexic female patient who pre-
sented with considerable weight loss and the presence of blood
and mucus in the stools of 1 year’s evolution. Clinical, morp-
hological and histopathological features were compatible with
solitary rectal ulcer syndrome. This syndrome encompasses a
group of diseases characterized by similar clinical features,
and its diagnosis is based on histopathological features. The
patient responded well to surgical treatment. Thus, in our
view, surgery is a good alternative in the patients who do not
respond satisfactorily to conservative treatment.
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Introduccion

El sindrome de la tlcera rectal solitaria (SURS) es una enti-
dad mal definida, de incidencia poco frecuente, que se suele
asociar al denominado “sindrome de la mucosa rectal”, término
que sirve para designar tanto al SURS como a otras entidades
afines'.

EI SURS representa un cuadro, a veces no reconocido y otras
erréneamente diagnosticado?, descrito también como “sindro-
me del prolapso de la mucosa rectal”, “colitis cistica profunda”
0 “p6lipo hamartomatoso invertido™'.

Es una enfermedad benigna, de evolucién crénica, que se
suele caracterizar por tenesmo, estreflimiento, rectorragias y
deposiciones mucosas frecuentes. Se puede observar tanto en la
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edad adulta como infantil, predominando en el sexo femenino
y en una relacién de 3:1%45,

De etiologia desconocida, el tratamiento debe ir orientado a
la correccion de la alteracion espdstica funcional del musculo
puborrectal, que en la mayorfa de los casos subyace como cau-
sa responsable del cuadro patolégico'>74,

Haber tratado a una paciente con las caracteristicas propias
del sindrome sefialado nos lleva a presentar el cuadro y consi-
derar los hallazgos clinicos y la evolucién de esta entidad, rela-
tivamente poco conocida.

Caso clinico

Se trataba de una paciente de 20 aflos, que acudié a nuestro
servicio por mal estado general, atribuido a episodios repetidos
de deposiciones frecuentes mucosanguinolentas (4-5/dfa), de
12 meses de evolucion. Se apreciaba una pérdida importante de
peso (43 kg por 1,68 m de estatura), siendo el habito alimenta-
rio y la ingesti6n en el dltimo afio normal. De su historia clini-
ca se recogi6 que 3 afos antes habia sido diagnosticada de ano-
rexia nerviosa, con pérdida de 13 kg de peso, tenesmo y
estreflimiento. A pesar del tratamiento conservador, el cuadro
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no mejord. Un afio antes del ingreso actual se iniciaron las de-
posiciones mucosanguinolentas. Practicada rectoscopia y biop-
sia se le diagnosticé una “colitis cronica inespecifica”. A pesar
del tratamiento, no se produjeron cambios en el estado general
por lo que se le practicé una nueva rectoscopia y biopsia, cuyo
diagndstico era de “adenoma velloso”.

La colonoscopia objetivé un pdlipo tubulovelloso de tipo sé-
sil, a 6 cm del esfinter anal, rodeando pricticamente toda la cir-
cunferencia rectal; la masa excrecente era de color blanquecino,
de superficie lisa y dura, se extendia cranealmente hasta 10 cm
y abarcaba los dos tercios de la luz. Ello motivé el ingreso en
nuestro servicio. En la ecografia transrectal se evidencié un en-
grosamiento de la pared rectal con ausencia de signos de infil-
tracién. En el enema opaco se observé a 6 cm del esfinter la
existencia de una lesién mucosa concéntrica de un tamafio apro-
ximado de 4 cm, que provocaba una estenosis concéntrica de la
luz. Este engrosamiento de la mucosa presentaba una mayor ex-
tension y apariencia mamelonada en la pared dorsolateral dere-
cha del recto (fig. 1). La toma de biopsias se vio dificultada por
la dureza de la tumoracién, resultando insuficiente para la valo-
racion diagndstica histolgica. Dada la acusada sintomatologia
y la presencia de la tumoracidn, sin tipificacion diagndstica se-
gura, se indicé la escision quirdrgica. La intervencion se practi-
c6 por via posterior, realizdndose una reseccion segmentaria y
mucosectomia de la zona mas ampliamente afectada, llamando
la atencién el engrosamiento y dureza de la pared del recto. La
evolucion postoperatoria fue favorable, y la enferma fue dada de
alta al décimo dia del postoperatorio. Ya en este momento se
constaté una mejoria del estado general, el hdbito intestinal se
regulariz6, con una deposicién al dia. En sucesivas revisiones
prosiguié la mejorfa del estado general, se mantuvo la regula-
cién del habito intestinal, con una deposicién por dia y un au-
mento de peso a los 3 meses de 7 kg, con ausencia total de cual-
quier manifestacion clinica, situacion que persistia a los 3 afios
de la intervencion. La revisién endoscopica revel una mucosa
macroscOpicamente normal en color, consistencia y configura-
cién en el drea intervenida.

Anatomia patoldgica: mucosa de color pardo-claro en la
superficie, con pérdida de los pliegues, mostrando una configu-
racién corrugada, sin advertirse tumoracion excrecente. La sub-
mucosa aparece engrosada sin que la muscular presente altera-
ciones macroscopicas relevantes. Microscopicamente la mucosa
presenta multiples ulceras, con ldmina propia obliterada por te-
jido fibromuscular, que estd en relacion con la muscularis mu-
cosa, y el epitelio regenerativo una configuracién superficial ve-
llosa y polipoide. Las criptas estdn distorsionadas con deplecién
mucosa y displasia regenerativa epitelial, observdndose ocasio-
nalmente la presencia de las mismas en la muscularis mucosa y
submucosa. Esta se encuentra engrosada a expensas de fibrosis
con un minimo componente inflamatorio (fig. 2).

Diagndstico: sindrome de la dlcera rectal solitaria y proctitis
quistica profunda (sindrome del prolapso de la mucosa).

Discusion

La primera descripcion de ulceraciones benignas del recto se
atribuye a Cruveil-Hier® en 1832, si bien parece que pudiera
tratarse de colitis ulcerosa o enfermedad de Crohn; muchas de
las caracteristicas descritas coinciden con lo que hoy dia se co-
noce como sindrome de la ulcera solitaria del recto’. Esta deno-
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Fig. 1. Presentacion endoscdpica preoperatoria de la formacion polipoi-
de en la pared dorsolateral derecha.

Fig. 2. Estudio anatomopatolégico de la pieza extirpada (para mds ex-
plicaciones véase el texto).

minacion fue empleada en 1939 por Lloyd-Davies al describir
a un grupo de pacientes con tlceras crénicas benignas del recto
y a las que se les reconocian una identidad clinicopatoldgica
propia®. Madigan y Morson' revisaron posteriormente a 68 en-
fermos y establecieron de forma definitiva las caracteristicas
patoldgicas del sindrome. Mds tarde, a cuadros clinicos simila-
res, se le asignaron diferentes denominaciones, que no ha lleva-
do a un mejor conocimiento de la causa de la lesion sino, por el
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contrario, inducen a una mayor confusiéon''"**, Ello ha llevado a
Du Boulay? a considerar el SURS como parte de un amplio es-
pectro de cuadros clinicos, en los cuales el prolapso de la mu-
cosa es el mecanismo patogénico subyacente.

Las caracterfsticas tanto macroscdpicas como microscopicas
observadas en el caso que presentamos se encuentran dentro
de las descritas como propias del SURS, teniendo en cuenta
que hay casos que también pueden presentarse con algunas va-
riantes! 1316,

En este caso, intentamos establecer los siguientes aspectos:
a) reconocer su identificacion clinica como SURS; b) de su
etiopatogenia, el papel que pudiera haber ejercido en su presen-
tacion, la enfermedad anoréxica sufrida anteriormente; c) la
presentacién anatomopatoldgica del cuadro, y d) la respuesta y
evolucion al tratamiento realizado, dentro de las diferentes po-
sibilidades.

En nuestro caso la tumoracién es de tipo polipoide, sin ulce-
raciéon macroscopica visible y una localizacion entre 6 y 10 cm
del margen anal, de crecimiento circular y mayor amplitud en
la cara lateral derecha.

El hecho de que las dlceras no estén presentes, o se dé una
fase preulcerosa polipoide, con frecuencia lleva a interpretar el
cuadro (al igual que en nuestro caso) como si de un pélipo ve-
lloso se tratara'’. La dlcera, cuando estd presente, lo hace en
forma dnica o mdltiple, se localiza mds frecuentemente en la
cara anterior o anterolateral del recto, es de forma irregular, te-
niendo varios mm o c¢cm de extension, con exudado fibrinoso
polimorfo caracteristico'®. La mucosa se presenta rugosa, roja
y granular, dando la impresion de una ulcera inespecifica, una
enfermedad de Crohn, una proctitis inespecifica, un adenoma
velloso o tumor maligno®'. Ulcerada o polipoide, la lesién se
suele localizar entre 4 y 12 cm del margen anal, frecuentemen-
te asociada a prolapso de la mucosa, aunque no es necesario
que esté siempre presente’!>, En nuestro caso, la mucosa, dura
y blanquecina en la localizacién sefialada, se corresponde con
la descripcion general. La patogenia del prolapso en el SURS,
cuando se evidencia, si bien no estd clara, se ha imputado a una
alteracion funcional espdstica del musculo puborrectal durante
el acto de la defecacion. Ello conllevaria un incremento de la
presion intraabdominal a fin de poder llevarlo a cabo. Este au-
mento crénico de la presion en el canal anal conducirfa al pro-
lapso de la mucosa®'#202!,

En nuestra enferma resulta interesante valorar el papel que
pudiera haber ejercido el proceso anoréxico en el desencadena-
miento de la enfermedad al alterar el hdbito intestinal. Hempen?
considera que las manifestaciones gastrointestinales en la ano-
rexia no son frecuentes, y cuando estdn presentes se deben mds
bien a causas debidas a un déficit enzimdtico. EI hecho de que
en la paciente el cuadro de SURS, tanto clinica como endoscé-
picamente, tuviera su aparicion en el curso de la enfermedad
anoréxica, pudiera hacer pensar que la alteracion del hdbito y
transito intestinal hubieran favorecido la disfuncién puborrec-
tal. Sin embargo, el hecho de que no remitiera con el tratamien-
to conservador instaurado y finalmente el SURS cediera tras la
cirugfa hace improbable cualquier relacién causal entre ambos
procesos.

También se discute la patogenia de la tlcera, que estarfa rela-
cionada con factores dependientes de la pared propiamente di-
cha, causando compresion vascular local, que llevarfa a la is-
quemia®®. Para Lonsdale?, el mecanismo de ulceracién seria
debido a necrosis por presion de la mucosa o bien a isquemia
secundaria a torsién y rotura de los vasos submucosos. Asi mis-
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mo, los traumatismos repetidos o la esclerosis fibromuscular de
la Idmina propia podrfan ser causa de la isquemia y ulceracion.
Por otro lado, la presencia de exudado inflamatorio en la ero-
sién, similar al que se observa en la colitis ulcerosa —en la
cual también se le atribuye un importante papel a la isquemia—
le hace pensar que en el SURS Ia isquemia también seria un
factor importante en la aparicién de las tlceras. Tal vez el me-
canismo de ulceracion se deberfa a que el pliegue prolapsado
de la mucosa someterfa a los vasos de la mucosa y submucosa
a fuerzas de traccion y torsion, que dafarian el endotelio vascu-
lar, causando pérdidas de plasma en la pared del vaso con el
subsiguiente estrechamiento de la luz e isquemia distal. La im-
pactacion del pliegue prolapsado dificulta el drenaje venoso
con ectasia y lentificacién de la microcirculacién. Estas altera-
ciones contribuirfan a la isquemia y subsiguiente ulceracion.

En nuestro caso la 1dmina propia obliterada por el tejido fi-
bromuscular, con una submucosa engrosada a expensas de la
fibrosis, junto con el “pliegue mucoso estenosante”, correspon-
derian con el mecanismo desencadenante y de mantenimiento
del cuadro, que llevarian a la isquemia.

La sintomatologia referida en la mayoria de los casos, muy
similar en el nuestro, viene dada por rectorragias (90%), de-
posiciones mucosas (76%), un grado variable de prolapso rectal
(70%), tenesmo y estreflimiento en cerca del 45% de los casos,
y a alteracion del hébito intestinal y deposiciones frecuentes en
otros',

El diagnéstico se realiza en funcion de la historia clinica y
de los hallazgos histologicos obtenidos por biopsia. La obser-
vacion endoscdpica no ofrece datos especificos y pueden re-
presentar macroscOpicamente cualquier tipo de lesion de esta
localizacion*'2. De las pruebas diagndsticas de rutina, la sig-
moidoscopia y el enema, a ser posible con proctografia evacua-
dora, son las pruebas de mayor utilidad diagndstica®2*2,

La manometria anorrectal y la electromiogia patoldgicas
ayudan a valorar el estado fisiopatoldgico anorrectal, pero no
han alcanzado en la prictica su generalizacién®*%,

Mis qtil resulta la ecografia transanal, al permitir valorar las
alteraciones de la pared, como el aumento del grosor, la infil-
tracion o la inhomogeneidad de la submucosa y de las diferen-
tes capas. Una aparente hipertrofia de la musculatura, en gene-
ral, facilitarfa el diagndstico diferencial en aquellos casos
en los que la dificultad a la defecacién fuera el signo predomi-
nante’” %,

No obstante, el diagndstico definitivo lo ofrecen los cambios
histopatologicos: la obliteracién fibromuscular de la ldmina
propia, asociada a alteracién arquitectural de la mucosa, fre-
cuentemente con hiperplasia, la desorganizacién de la muscula-
ris mucosa con extension del tejido fibromuscular a la ldmina
propia, la obliteracion de la misma por fibroblastos, la elastina
y fibras de musculo liso, asi como el engrosamiento de la mis-
ma con desplazamiento de sus fibras®.

Detalles estructurales que también se observan en nuestra
paciente son los siguientes: ldmina propia obliterada por tejido
fibromuscular, en relacién con la muscularis mucosa, criptas
distorsionadas con deplecién mucosa y displasia regenerativa
epitelial.

El objetivo del tratamiento debe tender a la correccién de la
alteracion espdstica funcional, con obstruccion del canal anal y
dificultad a la defecacién, base sobre la que asienta el cuadro
del SURS. Hay diferentes formas de tratamiento descritos, tan-
to quirtirgicos como conservadores. La reseccion de la mucosa
engrosada y la rectopexia han sido utilizados en casos con pro-
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lapso de la mucosa, siendo recomendado el acceso transabdo-
minal retrorrectal de Wells*®. Con frecuencia el tratamiento
conservador (regulacion del habito intestinal, alimentacion rica
en fibra, laxantes) ha llevado a la remision del cuadro; sin em-
bargo, no son infrecuentes las recidivas tras la retirada del tra-
tamiento'*#, La alteracion funcional con anismo pronunciado
ha sido tratada con diferentes métodos y resultados, incluida la
seccién del midsculo puborrectal®, o la pardlisis del mismo me-
diante la inyeccién de toxina botulinica®. En el anismo, y en
general como forma complementaria en el tratamiento médico
o acompaflando a las medidas quirdrgicas, los resultados son
mds favorables y las recidivas menos frecuentes cuando se em-
plean maniobras de biofeedback y EMG'*3123  La indicacién
quirtrgica se establece especialmente en la presentacion poli-
poide o coincidiendo con otros factores sospechosos de malig-
nidad'"'2, Enfermos con un tiempo de evacuacién preoperato-
rio prolongado y un largo periodo de evolucién sintomdtica
presentan alteraciones importantes en la evacuacién, lo que
condicionaria los resultados del tratamiento™.

Hasta épocas recientes, el tratamiento principal del SURS
consistia en la correccién del prolapso de la mucosa mediante
medidas quirdrgicas. Los conocimientos actuales que imputan
a la alteracion espdstica del misculo puborrectal ser la causa
desencadenante y de mantenimiento del proceso, en muchos
casos, ha llevado a que inicialmente se indiquen medidas con-
servadoras, de feedback y electromiografia.

En nuestra enferma la indicacion quirtrgica se establece una
vez que la acusada y persistente sintomatologia no responde al
tratamiento, y los hallazgos endoscépicos e histolégicos no re-
sultan definitivos. La respuesta satisfactoria al tratamiento, tres
afios tras la intervencion con recuperacion del hébito intestinal,
sin haber seguido dieta especifica o tratamiento complementa-
rio alguno justifican la alternativa quirdrgica en estos casos.
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