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RESUMEN

Presentamos un caso clinico de un hombre de 39 afos, sin antece-
dentes cronico-degenerativos ni heredofamiliares de importancia,
que inicia con cuadro clinico de hemorragia de tubo digestivo con
repercusion hematoldgica, con estudios de gabinete (panendoscopia-
colonoscopia) sin evidenciarse sitio de hemorragia, por lo que se
le realizd enterotomografia con reporte de aumento de volumen y
densidad del mesenterio de segmento de ileon, imagenes lineales
hiperdensas e irregulares que aumentan la densidad sin realce con
signo del «halo», engrosamiento concéntrico de segmento 25 cm
de ileon, con disminucion de la luz y mucosa esfacelada a 40 cm
proximal a la valvula ileocecal, calcificaciones gruesas en mesenterio.
Realizandose laparotomia exploradora con reseccion de ileon distal
mas hemicolectomia derecha més entero-entero-anastomosis-latero-
lateral. Con reporte histopatoldgico de linfangiomatosis mesentérica.
La linfangiomatosis mesentérica es una entidad poco comun con un
prondstico bueno si se realiza reseccion quirdrgica completa.
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Introduccion

La etiologia de los linfangiomas son considerados
como una displasia congénita del tejido linfatico, cuyo
origen es un desarrollo anormal de los vasos linfaticos
durante la vida fetal, produciendo un secuestro loca-
lizado de tejido linfatico a este nivel. Existen algunas
teorias como trauma, obstruccidn linfatica, procesos
inflamatorios, cirugia y radioterapia.! Los linfangiomas
mesentéricos son raros, siendo el motivo de hospita-
lizacién en 1:20,000 a 1:250,000 de las admisiones

ABSTRACT

We present a clinical case of a 39-year-old man, with no significant
chronic degenerative or hereditary history, who begins with a clinical
course of gastrointestinal bleeding with hematological repercussions,
with cabinet studies (panendoscopy-colonoscopy) without evidence
of hemorrhage site so it was performed enterotomography with report
of increased volume and density of the mesentery of ileum segment,
hyperdense and irregular linear images that increase density without
enhancement with «halo» sign, concentric thickening of segment
25cm ileum, with diminished light and mucosa sfaccelada to 40 cm
proximal to the ileocecal valve, coarse calcifications in mesentery.
Exploratory laparotomy was performed with resection of distal ileum
plus right hemicolectomy plus entire side-to-side anastomosis. With
histopathological report of mesenteric lymphangiomatosis. Mesenteric
lymphangiomatosis is a rare entity with a good prognosis if complete
surgical resection is performed.
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hospitalarias, dentro de su localizacion intraperito-
neal, afectan mayormente al mesenterio del intestino
delgado en un 70% de los casos, la localizacion ileal
es la mas frecuente en un 50 a 60%.! La afectacién
del mesenterio pude ser focal o difusa. La mayoria
de las veces con asintomaticos, pero pueden debutar
como abdomen agudo siendo a veces un hallazgo
intraoperatorio. El diagnéstico es dificil, por lo que
debe ser confirmado con el estudio histopatoldgico.
El tratamiento de eleccion es la reseccion quirdrgica
completa de las lesiones.? Por lo interesante y poco
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frecuente de la patologia, presentamos un caso clinico
de linfangiomatosis mesentérica.

Caso clinico

Hombre de 39 afios de edad sin antecedentes here-
dofamiliares de importancia, etilismo, alergia y hemo-
transfusiones negadas, inicia el dia 05 de junio del
2017 con datos de hemorragia de tubo digestivo alto
inactivo, caracterizado por evacuaciones melénicas,
referido al Servicio de Urgencias el dia 6 de junio con
los siguientes datos clinicos a la exploracion fisica:
tension arterial: 100/70 mmHg, frecuencia cardiaca:
86 por minuto, frecuencia respiratoria: 15 por minuto,
temperatura: 36 °C. Paciente en regulares condiciones
generales con palidez generalizada, conjuntivas pa-
lidas, cuello sin adenomegalias, campos pulmonares
limpios y ventilados, ruidos cardiacos ritmicos sin
agregados, con abdomen plano depresible, ruidos hi-
droaéreos presentes sin puntos dolorosos, sin edema
de extremidades inferiores.

Estudios de laboratorio: urea 25.7 mg/dL, BUN
12.0 mg/dL, glucosa 97 mg/dL, fosfatasa alcalina
134 U/L, Sodio 134 mEq/L, Potasio 4.4 mEqg/L, Cloro
103 mEg/L, bilirrubina total de 0.64 mg/dL, bilirrubina
directa 0.15 mg/dL, deshidrogenasa lactica 253 UIL,
creatinina 1.0 mg/dL, aspartato aminotrasferasa 18
U/L, albdmina 3.9 g/dL, alanino-aminotransferasa 26
U/L, PCR 0 mg/dL, TP 14.9 segundos 88%, INR 1.08,
TTP 23 segundos. Biometria hemética: leucocitos

6,200, hemoglobina 7.2 g/dL, hematocrito 22.10%,
VCM 73.4 ft, plaguetas 304.000/pul.

Ingresa a sala con el diagnéstico de hemorragia
de tubo digestivo alto inactivo, con requerimientos de
dos concentrados eritrocitarios, hidratacién parenteral
e infusion con inhibidores de bomba de protones. En
sus primeras 48 horas, sin datos de evacuaciones me-
Iénicas pero con una biometria hemética con anemia
persistente a pesar la transfusion de hemoderivados
con los siguientes datos: biometria hematica: leucoci-
tos 3980, hemoglobina 7.6 g/dL, hematocrito 24.4%,
VCM 31.2 ft, plaquetas 255,000. Se realiz6 estudio de
endoscopia con gastropatia no erosiva leve de antro.
Al siguiente dia el paciente presentd evacuaciones
melénicas (biometria hematica con leucocitos 7.150
x 10%uL, hemoglobina 9.1 g/dL, hematocrito 29.4%,
VCM 79.6 ft, plaquetas 324.000/ul), por lo que se rea-
liz6 estudio de colonoscopia con los hallazgos de un
polipo sésil de 4 mm en sigmoides a 20 cm de margen
anal, abundante residuo hemético oscuro en colon e
ileon terminal; por los hallazgos y la persistencia de
la hemorragia, se decidio realizar tomografia compu-
tada multidetector con protocolo de enterotomografia,
la cual reporté aumento de volumen y densidad del
mesenterio de segmento de ileon, ganglios mesenté-
ricos, signo del «halo», engrosamiento concéntrico de
segmento 30 cm de ileon, con disminucién de la luz
y mucosa esfacelada a 50 cm proximal a la valvula
ileocecal, calcificaciones gruesas en mesenterio (bio-
metria hemética con leucocitos 4.300/uL, hemoglobina

Figura 1: Reconstrucciones oblicuas (A, B) y volumétrica (C), donde se observa engrosamiento concéntrico de la pared de segmento aproximado de 30 cm
de longitud de ileon distal, aproximadamente a 20 cm proximal a la vélvula ileocecal, el cual muestra «esfacelacién» de la mucosa, con aumento difuso de
la densidad v volumen del mesenterio correspondiente, identificando calcificaciones gruesas irregulares, asf como imagenes lineales hiperdensas, que su-
gieren estructuras vasculares; sin embargo, no muestran realce con el medio de contraste. B) Se identifica el aumento de volumen del mesenterio que rodea
més de 180° de la circunferencia del segmento de ileon. C) Bordes irregulares del borde mesentérico del segmento afectado, con imagenes hiperdensas y
calcificaciones irregulares.



Rev Sanid Milit Mex ¢ Vol. 73, Nums. 3-4 » Mayo-Agosto 2019 951

b I

Figura 2: Fotografias de tefiidos con hematoxilina y eosina, 20x, en las que se observa desde la mucosa hasta la muscular propia, multiples canales vasculares,
dilatados y de diversos tamafios, que corresponden a linfaticos, algunos contienen material hialino y eosindfilo, que corresponde a linfa. A mayor acercamiento,
estan revestidos por endotelio plano, se realizé inmunotincion para podoplanina (D240), la cual resulté positiva y confirma histogénesis linfética.

6.6 g/dL, hematocrito 19.7%, VCM 33.6 ft, plaquetas
323.000/ul).

Con los hallazgos tomograficos y sospecha de
neoplasia, se solicité la valoracién por el servicio de
oncologia quirargica con el plan quirtrgico, laparo-
tomia exploradora con reseccidn de ileon distal mas
hemicolectomia derecha mas entero-entero anasto-
mosis latero-lateral.

Con los siguientes hallazgos transoperatorios:
adherencias y masa que abarca 20 cm de su diame-
tro longitudinal y 10 cm en su diametro transverso
con involucro de mesenterio (Figura 1). Con reporte
histopatolégico de linfangiomatosis mesentérica
(Figuras 2).

En el postoperatorio el paciente no presenté com-
plicaciones postoperatorias.

Discusion y revision de la literatura

Los linfangiomas son lesiones benignas de origen
vascular que muestran en diferenciacién linfatica.t
El término linfangiomatosis se utiliza para definir los
linfangiomas con afectacién multifocal o difusa de
6rganos o partes blandas, equiparandose conceptual-
mente a la angiomatosis.?

Se presentan en varias localizaciones anatémicas
en pediatricos y en adultos. En un 95% se presentan
en cuello y region axilar, y en un 5% son localizados
en mesenterio, retroperitoneo, visceras abdominales,
pulmén y mediastino.®

Es una enfermedad de la infancia que raramente
se presenta en mayores de 20 afios de edad? y la
etiologia es desconocida, pero se considera como de
origen congénito.*

El prondstico de estas lesiones es determinado por
la extensién de la enfermedad, ya que de ella depende
la posibilidad de exéresis quirdrgica completa.2

La presentacion clinica de linfangiomas quisticos
abdominales son variables y no especificos y usual-
mente no ayuda en establecer el diagndstico.®

En el abdomen, el sitio mas comun de linfangioma
es el mesentérico (linfangioma mesentérico), coincide
con el caso clinico. El linfagioma en el mesenterio del
intestino delgado es mas comudn en un 70%, en otros
sitios con un 50 a 60% en todos los quistes localizados
en el mesenterio del ileon.® Otras posibles localizaciones
incluyen el omento (quistes omentales), retroperitonea-
les, mesocolon, pancreas, bazo y glandulas adrenales.
La mas frecuente clasificacion utilizada para los linfan-
giomas es la de Wegner quien categoriza como simple,
quistico o cavernoso, mientras tanto Losanoff y colabora-
dores reportan otra clasificacién en pediculado, sésil, con
extension retroperitoneal, o multicéntrico, esta escala
ayuda para establecer la estrategia de tratamiento.®

La presentacion clinica es variable y no especifica,
es clinicamente silente y se puede diagnosticar de ma-
nera accidental o por laparotomia no relacionada con
la patologia o datos de dolor abdominal, distension,
diarrea, anorexia, nduseas y vomito. En los casos
sintomaticos, la masa quistica se comporta como algo
parecido a los quistes de ovario, quistes pancreaticos,
torcién de anexos. En pocos casos se puede presentar
s6lo con dolor abdominal como parte del cuadro cli-
nico de las complicaciones de los quistes que incluye
ruptura, hemorragia, infeccién u obstruccion intestinal.®
En el caso reportado, el dato clinico que presento el
paciente fue hemorragia de tubo digestivo alto inacti-
VO, que es provocada por la infiltracion de érganos o
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estructuras vecinas. Por lo que aunque sean lesiones
benignas, pueden presentar multiples complicaciones
y morbimortalidad importante.

El ultrasonido abdominal y la tomografia compu-
tada son necesarias para describir los quistes y nos
proporciona informacion importante en la localizacion,
tamafio y si afecta a 6rganos adyacentes pero no la
suficiente informacion, el diagndstico de linfangioma
en el momento preoperatorio es dificil.” El estudio de
ultrasonido puede reportar lesiones quisticas bien de-
finidas con multiples tabiques en el interior o lesiones
hipoecogénicas. Por tomografia computada demues-
tran masas uni- o multiloculares que contienen septos
de grosor variable, que con contraste hay refuerzo de
la pared.® En nuestro caso no se observaron lesiones
quisticas, sino aumento de volumen y densidad del
mesenterio de segmento de ileon, ganglios mesen-
téricos, signo del «halo», engrosamiento concéntrico
de segmento 25 cm de ileon.

La resonancia magnética es el estudio de imagen
mas adecuado para el diagnostico y caracterizacion
preoperatoria, permitiendo la planificacién preopera-
toria, ademas permite diferenciar los quistes mesen-
téricos de los linfangiomas, al definir adecuadamente
la presencia de estructuras quisticas y tabiques en su
interior.2 En el caso clinico, por la persistencia de la
hemorragia digestiva con repercusiéon hematolégica,
ya no se realiz6 otro estudio de imagen, por lo que se
decidio el tratamiento quirdrgico con los hallazgos de
la TCMD con protocolo de enterotomografia.

Mientras tanto el diagnéstico diferencial de lesiones
quisticas intraabdominales incluyen el linfangioma
quistico benigno o los quistes malignos, o lesiones
parecidas a pseudoquistes pancreaticos, teratomas
quisticos, quistes de ovario, duplicacion quistica,
mesotelioma quistico, mesenquimoma maligno, sar-
coma indiferenciado o torsién de anexos.®

Existe una revision en la literatura donde se inclu-
yeron 13 pacientes (ocho hombres y cinco mujeres)
entre 19 a 52 afios, reportdndose como la presentacion
clinica mas comun la palpacién de masa abdominal en
12 pacientes, que en nuestro paciente no se palpaba
ninguna masa abdominal. El ultrasonido y la tomo-
grafia de abdomen con reporte de masa quistica en
el mesenterio del intestino delgado, intestino grueso y
en el retroperitoneo en 12 pacientes, y en un paciente
fue un hallazgo incidental durante la realizaciéon de
una apendicectomia laparoscépica. Se realizé una
reseccion completa en 11 pacientes e incompleta en
dos pacientes, los cuales presentaron recurrencia de
la enfermedad quistica.?

Macroscopicamente, son lesiones quisticas de
paredes delgadas, de colon amarillento, con multiples
tabiques en su interior, los cuales los dividen en ca-
vidades que se encuentran llenas de liquido con alto
contenido proteico y eosinofilico.®

Desde el punto de vista histopatoldgico, se caracte-
rizan por la presencia de espacios linfaticos de diverso
tamafio y forma, tapizados de endotelio aplanado que
expresa CD31 en el estudio inmunohistoquimico, al-
gunos de ellos rodeados por fasciculos incompletos
de musculo liso,* y a nivel abdominal el diagnéstico
diferencial se plantea fundamentalmente con el meso-
telioma quistico.

El pronéstico es excelente si la reseccion es
completa, si no es posible la reseccion completa del
quiste por el tamafo, localizacion profunda o infiltrados
intraabdominales en arterias o vena cava inferior, la
opcién es la reseccion parcial con marsupializacion.
Aproximadamente 10% de los pacientes requieren de
esta terapia.l®!? En el caso clinico se pudo realizar la
reseccion completa, lo que hace casi nula la recurren-
cia de la lesion.

La recurrencia va de 0 a 13.6%, con un promedio
de 6.1%, la mayoria de las recurrencias se presen-
tan en pacientes con quistes retroperitoneales y en
quienes solo se les realizé reseccién parcial. La lo-
calizacion de los quistes no influye en la recurrencia.
La importancia de la cirugia en esta patologia es la
reduccién de la incidencia en la recurrencia, los tra-
tamientos no quirdrgicos como el uso de bleomicina,
esteroides, la aspiracién o la inyeccion de agentes
esclerosantes no se han establecido como tratamiento
superior comparado con la cirugia.t?*®

Conclusion

El linfangioma quistico del mesentérico es una en-
tidad poco frecuente en la edad adulta, asi como la
presentacion clinica es silente, es dificil el diagndstico
preoperatorio, los estudios de imagen pueden apoyar
el diagndstico, pero se requiere del estudio histopatol6-
gico. El pronéstico es bueno si se realiza una reseccion
completa como se report6 en el presente caso clinico.
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