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macroscopico, anemia o incluso disfagia®. La capsula endos-
copica puede ser de gran ayuda en el diagnostico, aunque su
diagndstico final es histoldgico; dicha lesion consiste en una
proliferacion de capilares con edema estromal e infiltrado
mixto inflamatorio’. Aunque la polipectomia endoscépica, la
embolizacion y el tratamiento con laser han sido descritos,
el tratamiento quirdrgico puede ser requerido®® dado que a
menudo el sangrado es repetido y profuso; consiguiendo con
ello evitar las recurrencias.
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Primer caso clinico de
actinomicosis esofagica en un
paciente con esofagitis
eosinofilica activa

@ CrossMark

First case report of oesophageal actinomycosis
in a patient with active eosinophilic
oesophagitis

Los actinomicetos son bacterias Gram-positivas y anae-
robias, que forman parte de la flora habitual del tracto
digestivo, arbol bronquial y aparato genital femenino. A
pesar de esto, en ocasiones actlian como patogenos, siendo
habituales las infecciones crdnicas cervicofaciales supura-
tivas. La disrupcion de la barrera mucosa puede favorecer
la penetracion del microorganismo en cualquier o6rgano
de la anatomia’?. La afectacion esofagica es infrecuente
y suele aparecer en sujetos inmunosuprimidos, aunque
se ha descrito igualmente en personas sin alteraciones
inmunoldgicas conocidas®. En otros casos se encuentran
otras condiciones que predisponen a su aparicion como
el alcoholismo, la desnutricion, la diabetes mellitus o la
enfermedad pulmonar cronica®.

Describimos el caso de un paciente de 30 anos valorado
por disfagia para sodlidos. Solo tenia antecedentes de
asma alérgico e hiperuricemia, y ademas era fumador
activo. En anos previos habia recibido budesonida inhalada
200-400 pg/dia durante periodos de hasta 2 afnos seguidos.
Este tratamiento se habia suspendido hacia mas de 3
anos, y actualmente solo usaba terbutalina inhalada a
demanda. Trabajaba en el mantenimiento de conductos de
ventilacion. La exploracion fisica no mostraba alteraciones.
Analiticamente tampoco habia alteraciones relevantes. Se
realizd una gastroscopia en la que se observaron estria-
ciones finas longitudinales, asi como un ligero anillado en
su tercio distal, todo ello sugestivo de esofagitis eosino-
filica. Presentaba, ademas, una pequena hernia de hiato
por deslizamiento. En la biopsia se observaban hallazgos
compatibles con esofagitis eosinofilica (> 20 eosinofilos por
campo de gran aumento [Eo/CGA]) ademas de colonias de
gérmenes tipo actinomices en superficie (figs. 1 y 2). Fue
tratado con doxiciclina 100 mg/12 h durante 4 semanas. Se
descartaron inmunodeficiencias asociadas con normalidad
de las inmunoglobulinas, hemograma, anticuerpos antinu-
cleares, anticuerpos anti-citoplasma de neutrdfilos, C3/C4
y serologia de VIH negativa.

Tras el tratamiento antibiotico presentd clara mejoria
clinica de la disfagia, aunque sin resolucion completa de
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Figura1 Mucosa esofagica con un epitelio escamoso con pre-
sencia de infiltrado de eosinofilos (> 20 eosindfilos por campo de
gran aumento).

Figura 2 Epitelio esofagico con infiltrado eosinofilico y pre-
sencia en superficie de colonias de gérmenes tipo actinomices.

los sintomas. En la gastroscopia realizada 5 meses después
persistian los signos endoscopicos de esofagitis eosinofilica
con presencia de anillos concéntricos y exudados blanque-
cinos. La biopsia confirmé su presencia (>20Eo/CGA) y sin
objetivar colonias de actinomices. El estudio alérgico reveld
Unicamente positividad para neumoalérgenos (acaros, gra-
mineas, plantago y gato), sin detectar alergias alimentarias.
Fue tratado con omeprazol 20mg/12 h durante 8 sema-
nas, y solucion de fluticasona deglutida 400 wg/12 h durante
un mes, disminuyendo a 400 pg al dia durante otro mes.
Ante la ausencia de respuesta se cambio a fluticasona inha-
lada 500 ng/12 h durante 8 semanas. Tras el tratamiento
no se comprobo la presencia de remision histologica. A
pesar de una mejoria clinica con el tratamiento, ha pre-
sentado episodios aislados de disfagia, autolimitados, por
lo que se realizd una nueva exploracion endoscopica un
ano después. Se observaron, entonces, signos endoscopi-
cos de esofagitis eosinofilica (exudado blanquecino y estrias
longitudinales), persistiendo en la biopsia el aumento de
eosinofilos (> 15E0/CGA) caracteristico de este trastorno.
Ante la ausencia de mejoria, a pesar del tratamiento con

inhibidores de bomba de protones y corticoides topicos, se
ha iniciado dieta de exclusion empirica.

Describimos el primer caso de actinomicosis esofagica
asociada a esofagitis eosinofilica. Se han descrito otras
infecciones en estos pacientes como la candida, princi-
palmente tras el tratamiento con corticoides, y el herpes
simple®®. La actinomicosis esofagica es un trastorno raro,
pero que debe considerarse dentro del diagnéstico dife-
rencial de las esofagitis infecciosas. El A. israelii es el
mas frecuente en humanos, aunque existen otras espe-
cies (A. naeslundii, A. viscosus, A. odontolyticus y A.
bovis)'2#. Tienen en general un bajo potencial patogénico,
aunque cualquier disrupcion mucosa contribuye al desarro-
llo de la infeccion®?. Es habitual encontrarla en sujetos
inmunosuprimidos o con procesos neoplasicos, siendo rara
en inmunocompetentes®’. En sujetos inmunocompetentes
puede que ciertas enfermedades predispongan a su des-
arrollo e incluso se ha postulado el papel de la hernia de
hiato en su patogenia®. La clinica mas frecuente es la disfa-
gia y la odinofagia. Radiolégicamente puede observarse una
afectacion progresiva en profundidad de los tejidos®. Los
hallazgos en los estudios de imagen suelen mostrar hallazgos
inespecificos, aunque contribuyen a detectar complicacio-
nes asociadas como fistulas®. El diagnéstico consiste en la
demostracion del microorganismo en las biopsias o cultivos.
El estudio histoldgico suele revelar ademas los tipicos granu-
los de sulfuro. El cultivo tiene poca sensibilidad y requiere un
largo tiempo de incubacion en medios enriquecidos. El tra-
tamiento empirico habitual consiste en penicilina G durante
un tiempo prolongado. Es posible usar también tetraciclinas,
eritromicina o clindamicina.

La presencia de actinomicosis esofagica en un paciente
con esofagitis eosinofilica no se habia descrito previamente.
Ademas de ocurrir en un sujeto inmunocompetente, no
existian disrupciones macroscépicas de la mucosa que favo-
reciesen la infeccion por actinomices. No obstante, en la
esofagitis eosinofilica activa es conocido que existe una alte-
racion de la barrera epitelial ademas de la proliferacion
inflamatoria®'?. Por otro lado, es posible que los trastor-
nos inmunologicos y motores esofagicos asociados a este
trastorno hayan contribuido a la sobreinfeccion por este
microorganismo. El tratamiento prolongado con corticoides
también puede haber alterado la microbiota oral y con-
tribuir a la proliferacion de actinomices. No obstante, se
desconoce si la esofagitis eosinofilica per se predispone a
un mayor riesgo de infecciones locales. Dado que se trata
de la primera descripcion de esta asociacion entre la esofa-
gitis eosinofilica y la actinomicosis esofagica, se debe vigilar
la aparicion de nuevos casos para delimitar con exactitud los
factores de riesgo, bien inherentes a la enfermedad o a su
tratamiento con corticoides, que puedan predisponer a la
infeccion local por Actinomyces.
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Colitis cystica profunda:
A report of 2 cases with a
15-year follow-up

@ CrossMark

Colitis quistica profunda: informe de 2 casos
con 15 afios de seguimiento

Colitis cystica profunda is a rare benign condition charac-
terized by mucoid cysts in the colonic submucosal layer.
The most frequent form is localized, typically located on
the anterior rectal wall 6-7cm from the anal verge, alt-
hough segmental and diffuse forms affecting only one part
of the colon or the whole colon have been documented.
The disease usually presents as a polypoid mass in the rec-
tum associated with bloody or mucoid diarrhea and rectal
tenesmus. This clinical presentation associated with the
microscopic finding of mucus cysts in the submucosa has
led to the mistaken diagnosis of adenocarcinoma and unne-
cessarily radical operative procedures. Attention to the
completely normal cellular architecture provides the key to
the correct diagnosis.

We here report two cases of colitis cystica profunda in
one of which the initial misdiagnosis of rectosigmoid neo-
plasm caused unnecessary anterior resection of the rectum.
In the other case, treatment with systemic and topical cor-
ticosteroids was necessary to control rectal bleeding. Both
patients have remained asymptomatic for 7 and 10 years,
respectively, after successful response to treatment with
mesalamine and corticosteroid therapy.

Case 1

A 45-year-old man with family history of ulcerative colitis
(one brother) was admitted in 1999 because of post-

defecation rectal bleeding, rectal tenesmus and mucus
discharge of one month’s duration. He was a current smoker
(30 pack-years) and reported daily alcohol consumption of
40 g of ethanol. A firm rectal mass was palpated about 6 cm
from the anal verge. Barium enema showed a large infiltra-
ting stenotic lesion with an extraluminal mass compatible
with rectosigmoid neoplasm. A colonoscopy was performed
revealing a 15-cm lobulated and ulcerated mass at 7cm
from the anal verge suggestive of malignant neoplasm affec-
ting the rectosigmoid area. Biopsies showed inflammatory
changes without tumor infiltration. The abdominal compute-
rized tomography (CT) showed rectosigmoid wall thickening
of malignant appearance without lymph nodes or distant
metastasis. A tentative diagnosis of rectal neoplasm was
established and the patient underwent a low anterior resec-
tion and prophylactic appendectomy. Histopathological
examination of the resected specimen (Figs. 1 and 2) showed
numerous herniations of glands into the submucosa of dif-
ferent sizes and absence of neoplastic changes in columnar
epithelium. Also, there were areas with ulcerative fissures
and abscess-like fistulas, with abundant lymphoid tissue and
fibrosis suggestive of Crohn’s disease. Lymph nodes and the
vermiform appendix did not show relevant changes. The pos-
toperative course was uneventful but the patient began to
have fecal incontinence (gas and stools) shortly after hos-
pital discharge. A severe hypotonic internal anal sphincter
confirmed by anorectal manometry and endoscopic ultraso-
nography of the anal canal was found. The episodes of fecal
leakage decreased with biofeedback therapy.

One year after surgery, the patient was referred to our
unit of inflammatory bowel disease due to reappearance
of rectal bleeding, diarrhea with mucus in stools and anal
pain. The pelvic magnetic resonance imaging (MRI) was nor-
mal. A new colonoscopy showed hyperemia at the level
of the anastomosis but superficial biopsies of the mucosa
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