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Resumen

La mayoria de los casos de invaginacion intestinal en el nifio
son de caracter idiopatico. En la infancia se describen diversas
formas secundarias y, entre ellas, con frecuencia discutida, la
enfermedad celiaca. En estos casos, las manifestaciones de
intususcepcion suelen ser atipicas y el proceso se resuelve
de forma esponténea. El conocimiento de esta asociacion pa-
toldgica tiene gran importancia, pues puede facilitar el diag-
néstico de enfermedad celiaca. La existencia de un cuadro de
invaginacion recurrente debe hacer pensar en el proceso malab-
sortivo. La dieta desprovista de gluten previene la recurrencia
de la intususcepcion.
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Abstract

Title: Recurrent bowel intussusception and celiac disease

In most cases, bowel intussusception in children is idiopathic.
Secondary causes, such as celiac disease, are rare. Intussus-
ception associated with celiac disease usually presents in an
atypical way and resolves spontaneously. The knowledge of
the possible association of these two conditions is important
because it can lead to an early diagnosis of celiac disease,
which should be suspected particularly in cases of recurrent
intussusception. A gluten-free diet prevents the recurrence of in-
tussusception.
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Introduccion

Uno de los aspectos méas sorprendentes de la enfermedad ce-
liaca (EC) es lo variado de sus formas de presentacion y la di-
versidad de las patologias a ella asociadas. La invaginacién
intestinal aguda (IIA), por regla general recurrente y autolimi-
tada, es una de ellas.

Caso clinico

Nifa de 2 afios y 8 meses que ingresa en nuestro centro porque
en las Ultimas 24 horas ha realizado 9 deposiciones fluidas, sin
moco ni sangre, asociadas a crisis de llanto intenso, que los
familiares atribuyen a molestias abdominales. El episodio agu-
do descrito es continuacion de un trastorno en el habito intes-
tinal establecido 1 mes antes. Desde entonces, las heces,
aunque en ndmero no excesivo (2 o 3 deposiciones diarias), son
voluminosas, blandas, palidas vy brillantes, y los padres apre-
cian inapetencia y pérdida ponderal.

Exploracion

Peso 12.120 g (P10-25), talla 91,5 cm (P10-25). Buen estado
general. Sensorio despejado. Buena coloracién de piel y muco-
sas. Ausencia de exantemas. Sin adenopatias significativas.
Examenes cardiocirculatorio y pulmonar normales. Abdomen

ligeramente distendido, no doloroso espontaneamente ni a la
palpacion profunda, que no detecta visceromegalias ni masas.
Ano y tacto rectal normales. Auscultacién ORL normal.

En el curso de las primeras horas de ingreso, su estado se de-
teriora, presentando llanto intenso e inconsolable asociado a un
incremento de la distension del abdomen, cuya palpacién en pro-
fundidad es practicamente imposible, y el intento muy doloroso.
Tras realizar con carécter urgente una ecografia, cuyos resultados
se detallan méas adelante, se profundiza en la anamnesis, en la
que se recoge que desde 6 meses antes la paciente presenta cier-
ta distensién abdominal, se muestra hurafia y en los 3 Gltimos
meses ha tenido 4 o 5 episodios de llanto intenso y prolongado,
imposible de consolar, con mirada fija y ojos muy abiertos. Los
padres no recuerdan que ello se asociara con alteraciones del
habito intestinal ni de las caracteristicas de las deposiciones.

Examenes complementarios
Radiografia simple de abdomen al ingreso: sin alteraciones
significativas.

Ecografia abdominal realizada durante la crisis dolorosa (fi-
gura 1): imagen en diana compatible con invaginacion ileoileal,
sin signos de suboclusion intestinal ni otras alteraciones, que
se resuelve espontaneamente en el curso de la exploracion.
Controles posteriores normales.
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Figura 1. Imagen en diana por invaginacion ileoileal

Hemograma: hemoglobina 10,6 g/dL, hematocrito 32,9%,
VCM 63,6, HCM 20,5, CHCM 32,3, leucocitos 15.510 (G 60, L 31,
M 4, E 1, B 1), plaquetas 746.000. Reactantes de fase aguda:
velocidad de sedimentacion globular 7 mm/h, proteina C reacti-
va < 0,1 mg/dL. Ferrocinética: sideremia 6 ug/dL, transferrina
322 mg/dL, indice de saturacion 1,3%, ferritina 3,7 ng/mL.

Bioquimica sérica, incluida la inmunoglobulina (Ig) A: normal.

Anticuerpos antigliadina IgA negativos; anticuerpos anti-
transglutaminasa tisular IgA: 17 U/mL.

Van de Kamer: peso total de heces 477 g, grasas totales 5,08 g/
24 h, &cidos grasos 4,60 g/24 h, grasas neutras 0,48 g/24 h.

Sustancias reductoras en heces: 0 g/L.
Coprocultivo y parasitolégico de heces negativos.

Biopsia duodenoyeyunal: atrofia subtotal de vellosidades
con hipertrofia de las criptas (Marsh llIb).

Test del sudor: 30 mmol/L de CINa.

Evolucion

Tras la supresion del gluten desaparecen el trastorno diarreico
y la sintomatologfa dolorosa, constatandose ganancia ponde-
ral y recuperacion del apetito y del buen caracter.

Discusion

Al contrario de lo que sucede en la edad adulta’?, la asocia-
cion EC-IIA se ha considerado rara en la infancia®. Ciertamen-
te son escasas las aportaciones que de esta patologfa se han
hecho a la literatura médica y siempre como series muy cor-
tas* o, simplemente, como casos aislados®®®. Esta supuesta
rareza no se corresponde con la informacién procedente de
épocas pasadas, en las que las investigaciones radioldgicas
con contraste baritado formaban parte del protocolo diagnés-
tico de la enfermedad y en las que el hallazgo de una intusus-
cepcién intestinal, tanto en el adulto como en el nifio, se con-

sideraba un marcador no sélo sugerente, sino especifico de
EC'S. Un dato adicional que avala lo indicado previamente es
que en el momento del diagnéstico de EC cerca del 50% de
los nifios presenta un dolor abdominal crénico o recurrente’®,
por lo que se sospecha que los fenémenos de invaginacion po-
drfan ser los responsables de las abdominalgias en algunos de
estos casos*.

Al'margen de la frecuencia con que esta complicacién acom-
pafia a la EC en unas y otras edades, lo cierto es que la invagi-
nacion reconoce diferentes origenes segin el grupo etario en
que se presente. En el adulto, la IIA es de caracter secundario
a procesos reconocibles, fundamentalmente neoplasias' y sin-
dromes malabsortivos?'2. En las primeras edades de la vida, |a
mayorifa de los cuadros de invaginacién intestinal son de natu-
raleza idiopdtica®’, aunque es bien conocida la existencia de
formas secundarias a diversas enfermedades, como las si-
guientes: diverticulo de Meckel, adenopatias, pélipos, tumo-
res, hematomas, infecciones, inmunizacion con la antigua va-
cuna tetravalente frente a rotavirus, enfermedad de Crohn'®,
purpura anafilactoide', fibrosis quistica y EC*/.

En la infancia, la IIA asociada a EC suele presentarse en
pacientes de entre 1y 3 afios de edad®®, pero se ha descrito
en una nifia de tan s6lo 9 meses’ y también en adolescentes®.

Las manifestaciones clinicas de las invaginaciones que com-
plican la EC son generalmente atipicas: formas frustres, auto-
limitadas y recidivantes’. Lo habitual es presentar dolores c6-
licos de intensidad moderada asociados a cierta distension
abdominal en ausencia de otras manifestaciones clésicas de
intususcepcion®*. Incluso se describen casos no asociados con
el dolor®y otros en los que la invaginacion y la EC se descubren
al investigar con técnicas de imagen patologias de naturaleza
y sintomatologia extradigestivas®.

Las localizaciones mas comunes de las intususcepciones en
la EC infantil son la ileoileal o la ileocclica®>8. Generalmente,
son simples y afectan a segmentos cortos del intestino; algu-
nas son miltiples® y otras afectan a zonas de varios centime-
tros de longitud. En cuanto a su curso, pueden ser Gnicas vy
breves o repetirse en el curso de dias o semanas3*.

Respecto a la patogenia de la invaginacién en la EC, se con-
sidera probable que el proceso inflamatorio, consustancial a la
enfermedad, afecte a los plexos mientéricos, repercutiendo asi
en la funcién motora tanto del intestino como de la vesicula
biliar>1. Cucchiara et al."® describieron fenémenos de dismoti-
lidad en nifios con EC activa y comprobaron que ésta revertia
tras un periodo de 6 meses de exclusion del gluten. Dedujeron
que la disfuncidn era resultado de un hipotético dafio en el
control neurolégico de la motilidad intestinal. Otros autores
han confirmado posteriormente que la retirada del gluten de la
dieta, con el consiguiente alivio de la inflamacién, mejora
la motilidad y previene la recurrencia de la invaginacion®57.
Esto no es 6hice para que procesos de intususcepcion puedan
desarrollarse en el periodo inmediato a la supresion del gluten tras
el diagndstico de EC, aunque no puede precisarse si la compli-
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cacion es resultado de la evolucién natural del proceso o de
transgresiones dietéticas no conocidas®.

En lo referente al tratamiento, frente a una invaginacion en
un nifio con EC debe adoptarse una actitud conservadora pero
vigilante y cautelosa por si su evolucion exigiera reducirla qui-
rirgicamente®. Esta actitud expectante se justifica porque, en
la mayoria de los casos descritos en el nifio con EC, la invagi-
nacion se resolvio espontaneamente®>’#, y s¢lo como excep-
cion fue necesario reducirla mediante neumoenema®.

Conclusiones

e | a invaginacion intestinal puede ser una forma de manifes-
tacion y/o complicacion de la EC. En estos casos, la invagi-
nacion suele ser atipica: formas frustres, autolimitadas y
recidivantes’.

e El conocimiento de esta asociacion es importante, pues pue-
de permitir un diagndstico precoz’. El hallazgo de una inva-
ginacién recurrente, mediante radiologia de contraste o ul-
trasonografia, debe incitar a la investigacion de una posible
EC subyacente®48,

e Aunque esta asociacion patoldgica se considera rara en la
infancia®>’, quiza no sea tan infrecuente como se supone®.

e | ainvaginacion en un nifio con EC, confirmada o sospechada,
debe manejarse de forma expectante mas que con reduccion
quirdrgica precoz*.

e | a supresion del gluten previene la recurrencia de la invagi-
nacion87, pero se ha descrito algtn caso en la fase inicial
de la exclusién del gluten®. I
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