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Mesotelioma benigno como causa de
dolor abdominal inespecifico en un
paciente con Enfermedad de Crohn

DANIELA FLUXA!, UDO KRONBERG?, JAIME LUBASCHER?,
ANDRES O’BRIEN*, FACUNDO LAS HERAS,
PATRICIO IBANEZ®, RODRIGO QUERA?

Benign multicystic peritoneal mesothelioma
in a patient with Crohn disease

Benign multicystic peritoneal mesothelioma is an uncommon lesion arising
from the peritoneal mesothelium. It is asymptomatic or presents with unspecific
symptoms. Imaging techniques may reveal it, however the final diagnosis can only
be made by histopathology. Surgery is the only effective treatment considering its
high recurrence rate. We report a 19 years old male with Crohn’s disease. Due
to persistent abdominal pain, an abdominal magnetic resonance imaging was
performed, showing a complex cystic mass in the lower abdomen. The patient
underwent surgery and the lesion was completely resected. The pathological study
reported a benign multicystic peritoneal mesothelioma.

(Rev Med Chile 2016; 144: 1612-1616)
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benigno (MMPB), también conocido como

quiste de inclusion, es una lesién infrecuente
que se origina de las células mesoteliales del pe-
ritoneo' existiendo hasta la fecha menos de 200
casos publicados?. Su patogénesis atn es incierta
y controversial>* siendo su diagnéstico preopera-
torio complejo®. El MMPB se presenta con mayor
frecuencia en mujeres en edad reproductiva*’ya
diferencia del mesotelioma maligno no esta aso-
ciado a la exposicién de asbestos®. A la fecha sélo
existe un caso reportado con respecto a reaccién
mesotelial en un paciente con Enfermedad de
Crohn (EC)®. Presentamos el caso de un paciente
con EC que durante su evolucién desarrollo un
MMPB. Dado que adn no existe conocimiento
sobre la relacién entre ambas enfermedades nos
parece importante reportar esta asociacién, ya
que podria contribuir al diagnéstico y manejo de
futuros casos.

] 21 mesotelioma multiquistico peritoneal
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Caso clinico

Paciente de sexo masculino de 19 afios de edad,
con antecedentes de una fistula perianal tratada
con antibiéticos, consulta por cuadro digestivo
de 5 meses de evolucién caracterizado por dolor
abdominal difuso tipo célico y deposiciones de
consistencia variable, explosivas, sin sangre. En
examenes de laboratorio destaca hemoglobina
(Hb) 11,3, velocidad horaria de sedimentacién
(VHS) 33 mm/h y proteina C reactiva (PCR)
4,16 mg/L (valor normal < 1). Se decide realizar
estudio colonoscépico que reveld tlceras en ileon
con biopsias compatibles con el diagnéstico de EC,
inicidndose budesonida por 3 meses y azatioprina
(AZA)125 mg/dia (2 mg/Kg). Tras 6 meses de uso
de AZA, el paciente persisti6 con anemia, PCR 35
mg/L (valor normal < 10) y calprotectina fecal
elevada (semi cuantitativa > 200 ug/g) inicidndose
tratamiento con adalimumab. Luego de 15 meses
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de tratamiento con terapia biolégica consulta por
cuadro de 10 dias de evolucién caracterizado por
dolor hipogastrico, distensién abdominal y dolor
pre y post miccional. Dentro de los exdmenes
de laboratorio destaca VHS y PCR levemente
elevadas (28 mm/h y 37 mg/L (valor normal
< 10) respectivamente). Inicialmente recibi6 tra-
tamiento sintomadtico, pero dado persistencia de
sus sintomas se solicité una resonancia magnética
(RM) de abdomen-pelvis que mostr6 compromiso
multifocal del ileon terminal asociado a pequenas
linfoadenopatias ileocdlicas y una compleja masa
hipogéstrica de aspecto quistico, multilocular, de
septos gruesos que realza post contraste (Figura
1A). Se consideré un MMPB dentro del diagnés-
tico diferencial y el paciente fue sometido a ciru-
gia. Durante el procedimiento, una vez expuesta
la cavidad peritoneal, se observaron numerosos
quistes de paredes delgadas y contenido citrino,

intensamente adheridos al peritoneo pélvico,
vejiga y colon sigmoides (Figura 1B). Uno de los
quistes fue resecado y enviado a biopsia rapida,
informédndose como mesotelioma benigno. Ma-
croscOpicamente el apéndice y el colon derecho
no presentaban alteraciones, mientras que el
mesenterio adyacente a los dltimos 40 cm del
ileon terminal se observaba engrosado. Se de-
cidi6 realizar una colonoscopia intraoperatoria
la cual mostré ulceras en los ultimos 30 cm de
ileon y una estenosis franqueable a este nivel. La
lesién quistica fue cuidadosamente resecada de
forma completa, se liberd el mesenterio del ileon
terminal y se realizé una reseccién ileocélica con
anastomosis latero-lateral y sutura manual. La
biopsia diferida informé un quiste de inclusién
peritoneal multilocular benigno con metaplasia
escamosa y expresion de calretinina y citoquerati-
na (Figura 2). El ileon terminal, colon ascendente y

Figura 1. Hallazgos radiolégicos (A) y
quirdrgicos (B). Corte coronal secuencia
T2 de alta resolucién (A) en donde se ob-
serva una masa pélvica multiquistica adya-
cente al fleon terminal, el cual se encuentra
engrosado (flecha), con léculos de sefial
alta e intermedia que representan conteni-
do seroso y hemorragico, respectivamente.
(B) Numerosos quistes de paredes delga-
das y el contenido citrino, intensamente
adheridos al peritoneo pélvico.

Figura 2. Hallazgos histoldgicos rele-
vantes. A: Quiste benigno compuesto de
tejido fibroconectivo con revestimiento
mesotelial prominente (H/E 100X).
B: Inmunotincién para calretinina que
destaca el revestimiento mesotelial (Cal-
retinina 100X). C: lleitis cronica activa
con ulceracién superficial y compromiso
inflamatorio de toda la pared intestinal
(H/E 40x). D: Criptitis e inflamacion
intraepitelial prominente (H/E 200X). Los
hallazgos descritos en C y D apoyan el
diagnoéstico de Enfermedad de Crohn.
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apéndice mostraron ileitis crénica activa ulcerada,
con microabscesos cripticos y reaccion transmural
granulomatosa, consistente con EC activa y muco-
sa coldnica con inflamacién crénica inespecifica.
El postoperatorio inmediato se caracterizé por
la presencia de {leo adindmico el cual se resolvi6
a los dos dias, siendo el paciente dado de alta sin
otras complicaciones. Se indic6 mantener terapia
bioldgica, sin embargo, el paciente abandoné el
seguimiento y reconsulté a los seis meses por do-
lor abdominal, diarrea y dolor perianal. Durante
este periodo de tiempo el paciente no continué
la terapia sugerida y sélo se mantuvo con AZA
en dosis subterapéuticas (50 mg/dia). Se solicitd
una RM de pelvis que mostré un absceso y fistula
perianal compleja decidiéndose su hospitalizacién
para drenaje e instalacién de sedal, iniciando
posteriormente terapia con AZA 2 mg/kg/dia e
infliximab 5 mg/kg en esquema de induccién (0,2
y 6 semanas) y luego cada 8 semanas (esquema de
mantencion).

Discusién

Hemos descrito el caso de un paciente de 19
afos con EC quien desarrollé un MMPB a los 21
meses post diagndstico de su Enfermedad Infla-
matoria Intestinal (EIT).

El MMPB es una lesiéon infrecuente, carac-
terizado por quistes multiloculados, multiples
o solitarios, de paredes delgadas de contenido
seroso o hemdtico’. Aunque su patogénesis ain
se desconoce, se han propuesto cinco hipétesis
con respecto a su origen: inflamatorio, neopldasico,
genético, hormonal y embrioldgico’. La hipétesis
inflamatoria postula que el origen de este tumor
estarfa en directa relaciéon con inflamacién crénica
peritoneal, historia de cirugias previas o enferme-
dad inflamatoria pélvica®>®.

El diagnéstico preoperatorio es complejo’ y
requiere de un alto indice de sospecha’. En la ma-
yoria de los casos el MMPB no produce sintomas
y puede adherirse a érganos vecinos'. Ocasional-
mente puede presentarse como dolor abdominal/
pélvico crénico o intermitente, nduseas, vomitos,
distensiéon abdominal o masa abdominal/pélvi-
ca®>!, Las técnicas de imagenes disponibles tales
como la ecografia, tomografia computada y RM
son capaces de demostrar la lesién'. En la ecogra-
fia el MMPB puede apreciarse como una masa
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multiquistica, con vascularizacién de los septos,
sin calificaciones. En la tomografia computada
puede observarse una masa multiquistica con
l6bulos de diferente densidad mientras que en la
RM se aprecia una lesién multiquistica con dreas
de intensidad baja-intermedia en T1 e intensidad
intermedia-alta en T2°. No obstante, ninguna de
las imdgenes previamente sefialadas es capaz de
entregar un diagndstico definitivo entre MMPB
y otras lesiones multiloculares quisticas>"'. En
relacién a lesiones benignas, los diagnésticos
diferenciales mas importantes incluyen el linfan-
gioma quistico o tumor adenomatoide, mientras
que el diagnéstico diferencial con respecto a le-
siones malignas incluye al mesotelioma maligno
y tumores serosos que invaden el peritoneo*.
Finalmente, el diagnédstico definitivo sélo se puede
determinar a través de la histopatologia®®, donde
puede observarse metaplasia adenomatoidea focal
o escamosa’. El uso de tinciones de inmunohis-
toquimica especificas para células mesoteliales,
como la calretinina y citoqueratina 5/6, permite la
distincién entre MMPB y otras entidades**. Ambas
tinciones fueron positivas en nuestro paciente.

La cirugfa ha mostrado ser el inico tratamiento
efectivo para el MMPB y consiste en la resec-
cién completa de la lesién quistica'*®. Aunque
el pronéstico es favorable, la recurrencia puede
alcanzar entre el 27-75%°>'°, probablemente por
la persistencia del factor causante original®. Esta
evolucion, plantea la necesidad de un seguimiento
sistemdtico prolongado, probablemente de por
vida**®. En ese sentido, nuestro paciente no s6lo
necesitard un seguimiento cercano, sino deberd
tener un tratamiento éptimo de su EC, la cual,
en teoria, podria haber jugado un rol en el desa-
rrollo o evolucién del MMPB. Por otro lado, se
han descrito escasos reportes de transformacién
maligna'>"’. Con respecto a lo anterior, algunos
cirujanos han propuesto un manejo quirdrgico
mas agresivo seguido de quimioterapia'®'. Sin
embargo, la potencial utilidad de la quimioterapia
adyuvante y radioterapia es incierta dado las ca-
racteristicas principalmente benignas del MMPB®.
Otros también han descrito la posibilidad que un
mesotelioma maligno simule una enfermedad
inflamatoria intestinal .

Aunque existen varias publicaciones sobre me-
sotelioma peritoneal, dos de ellas nacionales'®",
solamente un articulo ha descrito la presencia
de reaccién mesotelial en la pieza quirdrgica de
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un paciente con EC de larga evolucién®. En ese
caso, el paciente tenfa una historia de 20 afios de
sintomas posiblemente relacionados a su EC, sin
recibir ningdn tratamiento durante ese periodo,
perpetudndose asi el proceso inflamatorio. Se cree
que los efectos locales de las citoquinas liberadas
a causa de los cambios inflamatorios en las capas
mds externas de la pared intestinal son las que
provocan anormalidades en el tejido conectivo
de la serosa'®. Nuestro caso es diferente, ya que el
paciente recibi6 terapia con AZA y adalimumab
y en menos de dos afos desarrollo un MMPB. A
pesar del corto periodo de evolucidn, la inflama-
cién crénica podria haber jugado un rol, ya que al
realizar la colonoscopia intraoperatoria, y a pesar
del uso de terapia combinada, el paciente atn
presentaba signos de actividad en los dltimos 30
cm de ileon. Aunque otros factores podrian estar
involucrados en el desarrollo del MMPB?®, una
revision reciente plantea el rol del mesenterio en la
patogénesis y evolucién de la ECY. Ademds, otros
han publicado la presencia de quistes de inclusién
peritoneal en pacientes con EC los cuales fueron
diagnosticados por RM?.

En conclusién, el MMPB es una lesién in-
frecuente que podria estar relacionada con la
presencia de inflamacién crénica. Aunque se ha
considerado una lesién benigna, presenta una
alta tasa de recurrencia y por lo tanto, la cirugia
sigue siendo el tratamiento de primera linea con
seguimiento prolongado en el tiempo. Menos de
200 casos han sido publicados en la literatura, y
s6lo existe un caso respecto a reaccién mesotelial
en un paciente con EC. Es posible que la infla-
macién crénica transmural relacionada a la EC
tenga un rol en el desarrollo y/o evolucién del
MMPB. Estudios con un mayor nimero de casos
podria dilucidar si estas dos enfermedades estan
realmente asociadas.
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