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Resumen

La pseudopoliposis gigante localizada es una
complicaciéon extremadamente rara de la colitis ulcerosa o la
enfermedad de Crohn de larga evolucion. Esta lesidén representa
un acumulo exuberante localizado de pseudopdlipos que forman
una masa coldnica intraluminal de aspecto neoplasico que puede
simular un adenoma velloso o un carcinoma polipoide, lo que
motiva con frecuencia el tratamiento quirurgico. Aunque se han
comunicado diferentes tratamientos farmacoldgicos alternativos
este es el primer caso descrito de tratamiento con infliximab, con
respuesta clinica y endoscépica rapida y mantenida. De forma
interesante, nuestro paciente desarrolla esta masa inflamatoria
sobre una enfermedad inflamatoria intestinal de poco tiempo
de evolucion clinica y asocia marcada elevacion del antigeno
carcinoembrionario que se normaliza paralelamente al control de
la actividad inflamatoria.
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Abstract

Localized giant pseudopolyposis is an extremely rare
complication of long-standing ulcerative colitis or Crohn’s disease.
This lesion represents a localized exuberant accumulation of
pseudopolyps that form an intraluminal colonic mass with a
neoplastic appearance that may mimic a villous adenoma or
a polypoid carcinoma, which frequently prompts its surgical
treatment. Although different alternative pharmacological
treatments have been reported, this is the first case described
that is treated with infliximab, with a fast and sustained clinical
and endoscopic response. Interestingly, our patient developed this
inflammatory mass on top of a short-standing inflammatory bowel
disease and associated a marked elevation of carcinoembryonic
antigen levels that normalized in a concomitant way to the control
of the inflammatory activity.

Key words: Pseudopolyposis, Inflamatory bowel disease,
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Introduccion

Los pseudopdlipos inflamatorios representan “estructuras
polipoides de mucosa edematosa, enislotes de mucosa regenerativa
entre areas de ulceracién o tejido de granulacidon cubierto por
epitelio glandular” (Dukes, 1954), siendo muy frecuentes en la
enfermedad inflamatoria intestinal (Ell) con tasas de incidencia que
oscilan entre el 12,5 y el 74% en la colitis ulcerosa (CU)' 2 variando
en funcién de los diferentes criterios diagndsticos. Pueden verse en



la fase activa o inactiva de la enfermedad y pueden ser difusos o
locales en la distribucion.

La pseudopoliposis gigante es una entidad rara descrita
tanto en enfermedad de Crohn (EC) como en CU, que al igual que
los pseudopdlipos suele aparecer en la enfermedad crénica de
larga evolucién. Se define por la presencia de lesiones polipoides
no neoplasicas resultantes del proceso regenerativo de la mucosa
colénica inflamada dando lugar a una gran masa protuyente
(formada por un gran pélipo o un racimo de estos) que ocupa la luz
del colon simulando un adenoma velloso o un adenocarcinoma?®.
Esto, unido a que pueden manifestarse por la obstruccion parcial o
completa del colon oinvaginacion intestinal, hace que generalmente
el tratamiento de eleccidn sea la cirugia*. Sin embargo, son lesiones
sin potencial maligno, por lo que el tratamiento farmacoldgico
se erige como una alternativa con la que se han descrito buenos
resultados.

Presentamos un caso en el que destacamos la aparicion de
una pseudopoliposis gigante sobre EC de reciente debut, asociada
a elevacién del antigeno carcinoembrionario (CEA). Sin embargo, la
ausencia de neoplasia en las multiples biopsias y la normalizacion
del CEA con el tratamiento esteroideo nos hicieron decidir iniciar
tratamiento con infliximab, con magnifica y rdpida respuesta clinica
y endoscdpica no antes descrita con este farmaco en esta entidad.

Presentacion del caso

Paciente varén de 54 afios de edad, fumador, con
antecedentes de hipertension arterial, diabetes e intervencién de
hernia discal. Diagnosticado mediante rectoscopia y gammagrafia
con leucocitos marcados de CU izquierda, en el brote de debut
ademas de la elevacion de los reactantes inflamatorios se detectd
marcada elevacion del CEA - 53 ng/ml (normal < 3) - que se atribuyd
a la actividad inflamatoria. Respondié clinicamente al tratamiento
con esteroides intravenosos y al alta el CEA era de 28,7 ng/ml.

Cuatro meses después presentd nuevo brote grave
que requirié ingreso hospitalario. Analiticamente destacaba
trombocitosis (504000 plaquetas), PCR 77 mg/l (normal < 3) y
fibrinédgeno 7,4 g/ (normal < 4), siendo el CEA de 3,6 ng/ml. Una
colonoscopia no aprecié lesiones en rectosigma, apreciando a
los 50 cm una gran masa polipoide con obstruccion luminal casi
completa (Figura 1). La histologia fue informada como Ell con
ulceracién marginal sugestiva de CU, con displasia glandular de
bajo grado y Ki67 con indice proliferativo alto en criptas glandulares
y tejido de granulacién, con estudio de CMV negativo. Una TAC
informo de la existencia de una masa estenosante de colon de
aproximadamente 3 cms en la unién de colon descendente con
sigmoides y actividad inflamatoria en colon descendente, hallazgos
similares a los apreciados en el enema de bario (Figura 2). En un
segundo control tras tratamiento esteroideo (metilprednisolona
60 mg/dia) y antibidtico (piperacilina-tazobactam 4,5 gs/ 8 horas)
intravenoso se supero parcialmente el drea estendtica progresando
a una mucosa severamente afectada con multiples pseudopdlipos y
ulceraciones profundas en los 20 cms explorados, sugestivo de E de
Crohn, asi como la histologia que no muestra displasia.

RAPD ONLINE VOL. 36. Ne3. MAYO-JUNIO 2013.

Figura 1

Gran masa polipoide con obstruccién luminal casi completa.

Figura 2

Masa estenosante de colon de aproximadamente 3 cms en la unién
de colon descendente con sigmoides y actividad inflamatoria en
colon descendente.

Ante la persistencia de los sintomas pese al tratamiento,
de acuerdo con el paciente y el equipo quirurgico, se tratd con
infliximab tras una tercera toma de muestras que descarta
degeneracion maligna, realizando la induccién segun protocolo
habitual (5 mgs/kg a las 0-2-6 semanas) con excelente respuesta
clinica. Se realiza posteriormente mantenimiento con infliximab
cada 8 semanas junto a azatioprina 2 mg/kg de peso y mesalazina
3 gs, con controles endoscopicos frecuentes que superan el area
afecta confirmando la curacion de la mucosa y la afectacion
limitada al colon izquierdo con histologia de EC, con pseudopélipos
residuales (Figura 3). Ademds se toman multiples biopsias que
descartan la presencia de focos de displasia o carcinoma. El CEA se
mantiene estable por debajo de 5 ng/ml, dentro de rango normal
en pacientes fumadores.



Pseudopoliposis gigante simulando un tumor velloso. Respuesta a infliximab. |. Gutiérrez-Domingo

Figura 3

Curacién de la mucosa con pseudopélipos residuales.

Discusion

La presencia de Pseudopdlipos es probablemente la
complicacion local mas comun de la colitis ulcerosa' ?, pudiendo
aparecer de forma difusa o dando lugar al desarrollo de una entidad
infrecuente denominada pseudopoliposis gigante localizada cuando
se produce un acumulo localizado de pseudopdlipos conformando
una gran masa inflamatoria. Estas alteraciones son mas frecuentes
en enfermedad crénica de larga evolucidn, extensa y generalmente
agresiva. Lo primero que queremos destacar de nuestro caso es
lo excepcional de su presentacién en estadios iniciales o bien su
aparicion sobre una enfermedad crénica que ha cursado durante
afios de forma asintomatica.

Con frecuencia cursan de forma asintomatica y son
diagnosticados incidentalmente en exploraciones endoscdpicas
o radioldgicas, y cuando existen sintomas asociados suelen ser
debidos a la actividad de la propia Ell (diarrea, sangrado rectal,
dolor abdominal, fiebre, anemia and pérdida de peso) como en
nuestro caso, aunque ocasionalmente pueden dar lugar a cuadros
obstructivos®.

Endoscépicamente, la lesion estd compuesta de
numerosas excrecencias mucosas de aspecto velloso, libres e
interconectadas y pueden llegar a tener entre 12-15 cm de tamafio,
caracteristicas que pueden hacerlo confundir con un adenoma
velloso o un adenocarcinoma?, si bien el adenocarcinoma sobre
Ell suele ser mas de tipo infiltrativo, anaplasico y estenosante,
que vegetante y el adenoma velloso suele aparecer a nivel rectal,
mientras que son anecdoticos los casos de pseudopoliposis gigante
rectal®”’.

La histologia muestra hallazgos propios de pseudopélipos
inflamatorios, que consisten en bandas de tejido epitelial
fibrovascular revestido que se proyectan y se limitan a la mucosa.
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El epitelio de revestimiento contiene glandulas normales o
hiperplasicas sin evidencia de transformacién neoplasica con un
grado leve a moderado de infiltracidn no especifica asociada a la
inflamacién aguda y crénica que suele estar presente en la lamina
propia y submucosa. Aunque en nuestro caso la primera biopsia
informa sobre la presencia de displasia glandular, ésta es de dudoso
valor al ser tomadas sobre mucosa con gran actividad inflamatoria,
y de hecho no estd presente en determinaciones posteriores.
Estas lesiones no tienen potencial maligno, pero se ha descrito
la presencia de displasia o adenocarcinoma oculto en la masa
inflamatoria®.

Otrodelos puntosdeinterés de nuestro caso eslamarcada
elevacion inicial del CEA —superior a lo apreciado habitualmente en
pacientes con Ell° - otro motivo mas para plantear seriamente el
diagnéstico diferencial con adenocarcinoma coldnico. En estudios
donde los niveles plasmaticos de CEA circulante fueron medidos
en pacientes con Enfermedad inflamatoria intestinal crénica, éstos
estaban elevados en el 40% de los pacientes con Ell y relacionados
con mayor severidad de la enfermedad, mayor extensién de la
enfermedad, edades mas tempranas, y evolucion mas corta de
la enfermedad. Sin embargo, un Unico valor de CEA en pacientes
con enfermedad intestinal inflamatoria crénica no es un indicador
fiable del riesgo de cancer. En nuestro paciente la elevacién del CEA
nos hizo plantear la posibilidad de reseccidon quirurgica, pero el
descenso del CEA con el tratamiento esteroideo inicial y la ausencia
de displasia o carcinoma en biopsias posteriores nos hizo demorarla
hasta evaluar respuesta al tratamiento frente a la Ell de acuerdo
con el paciente y nuestro equipo quirurgico. Aunque en nuestro
caso al ser una EC limitada a colon izquierdo podria realizarse una
resecciéon segmentaria, el hecho de que generalmente aparezca
en enfermedad extensa y crdnica y sobre todo en colitis ulcerosa,
conllevaria la coloproctectomia con anastomosis ileoanal como la
opcidn terapéutica mas razonable. Esto ha hecho que en algunos
casos se opte por la opcion farmacoldgica para el control de la
lesion> 7.

Las lesiones localizadas mas distales al angulo esplénico se
pueden beneficiar de tratamiento local. Las formulaciones tdpicas
de mesalazina han demostrado eficacia y pueden ser empleadas
como terapia de primera linea. La falta de respuesta a la mesalazina
local es, sin embargo posible, y una terapia de segunda linea basada
en corticosteroides por via oral o rectal puede ser una alternativa
adecuada. La gravedad clinica en la segunda hospitalizacion
fue el principal problema en el manejo de nuestro paciente, e
hizo imposible el empleo de otra terapeutica que el tratamiento
biolégico e inmunomodulador, con magnificos resultados clinicos y
endoscopicos, que ademas se obtuvieron precozmente.

Para finalizar queremos hacer hincapié en que en caso
de usar terapia inmunomoduladora creemos imprescindible
informar al paciente de los riesgos de la misma y realizar controles
endoscopicos e histoldgicos frecuentes para descartar la presencia
de displasia.
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