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RESUMEN

Se presenta el caso de una mujer de 50 afios, remitida a la consulta de
Reumatologia para estudio de un sindrome seco clinico con una altera-
cién inmunitaria (atin no definida), que desarrolla tumores (de momento
benignos) y autoinmunidad analitica de tipo antitopoisomerasa 1 (anti
Scl-70) confirmado. Se comenta el caso clinico y se discuten las causas
de su meteorismo, entre ellas una posible variante de epilepsia abdominal
como ventoseo comicial, secundario a un meningioma de la convexidad
cerebral derecha.

PALABRAS CLAVE: Autoinmunidad. Epilepsia abdominal. Meteoris-
mo.
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INDIFFERENTIATED RHEUMATISM AND/OR EPILEPTIC FLATU-
LENCE

A clinical case study of a 50 year-old woman brought to the Rhema-
tology Department is presented, who showed clinical dry syndrome with
immune disorders (not currently defined) and developed tumors (benign
at present) and analytical autoimmunity with positive antitopoisomerase
type I (formerly Scl70) confirmed. The clinical case is commented and
the metheorism causes are discussed, among it, a possible variation of
abdominal epilepsy as ictal flatulence, secondary to a meningioma of the
right brain convexity.
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INTRODUCCION

Es de todos conocido que ciertos rasgos clinicos, tales
como fenémeno de Raynaud, poliartritis, neumonitis intersti-
cial, pleuritis, pericarditis o vasculitis no etiquetan por si solos
una enfermedad reumatica. No es raro encontrar pacientes que
impresionan de proceso reumdtico indiferenciado que ni
siquiera tienen uno de esos rasgos, incluso en los que no pue-
de hablarse de reumatismo a pesar de tener artralgias y que
impresionan de proceso autoinmune no diferenciado. Por otro
lado, diariamente muchas células mueren y son reemplazadas
por otras genéticamente idénticas, en un proceso que conlleva
multiples mutaciones al azar o por influencia de agentes exter-
nos. Segtn la teoria de la “vigilancia inmunolégica®, una de
las principales misiones del sistema inmunitario es evitar que
una célula transformada evolucione a un clon tumoral. Se
puede suponer en un paciente una alteracién inmunitaria que
al no reconocer las células tumorales como antigénicas favo-
rezca el desarrollo de tumores, y que al no reconocer las
estructuras propias desarrolle autoinmunidad.

Trabajo aceptado: 24 de octubre de 2002

CASO APORTADO

Mujer de 50 afios, natural de Hungria, madre de un hijo por cesé-
rea de entre tres embarazos, con una abigarrada patologia psiquidtri-
ca desde la década de los 80, etiquetada de depresion paranoide, que
motivé varios ingresos, controlada actualmente con olanzapina,
hidroxicina diclorhidrato, y sulpiride. En 1989, tras reseccion de las
tres cuartas partes corpocaudales, se diagnosticd de cistoadenoma
mucoso de pancreas. En 1996 se realiz6 histerectomia y doble ane-
xectomia por fibroleiomioma multiple y pdlipo endocervical. En
1997 se practicé hemitiroidectomia derecha y extirpacion de sendos
nédulos mamarios (adenoma folicular de tiroides y displasia fibro-
quistica). Desde entonces presentaba episodios de estrefiimiento (1
deposicién/4-5 dias) de 2-3 semanas seguidos de diarrea (8-10 depo-
siciones/dia) de 2-3 dias, asi como meteorismo con distension abdo-
minal y sindrome seco. En la exploracion fisica completa destacaba
la xerostomia y un aumento del perimetro abdominal por acusado
timpanismo, siendo el resto normal.

En el estudio del proceso diarreico y el sindrome seco, se objeti-
v6 leucopenia de 4000/ul con férmula normal, trombopenia de
140.000/ul, VSG de 24 mm, glucosuria, ferropenia de 35 ug /ml con
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indice de saturacion del 7,4%, anticuerpos antitopoisomerasa 1 posi-
tivos, dos pdlipos vellosos rectales (hiperpldsicos) en la colonosco-
pia, y esteatosis hepdtica en la ecografia abdominal. Resultaron nor-
males o negativos el resto de la bioquimica, orina, vitamina B12,
dcido félico, hormonas tiroideas, autoanticuerpos (antinucleares,
anti-ADN, SM, SSA y SSB; antimitocondriales, antimisculo liso;
anti LKM, gliadina, endomisio, y Jo-1), serologias (VHC, VHB,
VIH), coprocultivo , digestiéon en heces, asi como la endoscopia
digestiva alta y el transito intestinal con bario. Se inicié tratamiento
con enzimas pancredticas, dieta antiflatulenta, metronidazol y mebe-
verina, sin obtener mejoria, y se consult6 a los Servicios de Psiquia-
tria y Reumatologia.

Como datos de interés reumatoldgico, referia dos abortos (estu-
dio de coagulacién y cardiolipinas negativas), sindrome seco clinico
de ojos, boca (confirmado por sialografia) y vagina, dolor de interfa-
langicas proximales con un dudoso episodio de aumento de volumen
en codo izquierdo (factor reumatoide y PCR negativos, con radiogra-
fias normales), y disnea de esfuerzo (TLCO 68%, radiografia de
téorax y ECG normales). Un nuevo estudio analitico confirmé los
hallazgos referidos y revel6 una hiperglucemia de 200 mg/dl. Se
diagnosticé de diabetes tipo II y se inici6 tratamiento con dieta, ejer-
cicio y glipizida, mejorando su estado metabdlico. En 1998 acudi6 a
revision al Servicio de Reumatologia, con la frase de “Doctor, tengo
un tumor en la cabeza”. Al inquirir acerca de como y quién le realizé
ese diagnéstico, contesté que leyendo una revista encontré analogia
entre dos pacientes que durante afios estaban siendo diagnosticados y
tratados de depresion por ataques de risa y por orgasmos multiples
no esperados (hasta ser intervenidos y curados de un proceso expan-
sivo intracraneal), con su meteorismo y flatulencia severas, que
motivaron las quejas por ruido de su vecino de abajo, la pérdida y
cambio de empleo y el aislamiento social. Al pedirle una demostra-
cién del ventoseo, respondié que no “estaba en fase”. Segin la
paciente, durante la fase de estrefiimiento, acumulaba de forma pro-
gresiva los gases hasta que ciclicamente, a las dos o tres semanas y
durante dos o tres dias, de forma no controlada, presentaba un vento-
seo explosivo con sensacién de urgencia deposicional, y anestesia

Fig. 1. Imagen TAC del meningioma temporal derecho.

discriminativa de recto. “No tengo eructos ni dolor abdominal, me
lleno de heridas en el ano, y mi psiquiatra no se lo explica”. Su hijo
en una consulta posterior confirma la historia clinica, y describe el
ventoseo como la “explosiéon de un neumadtico”. Se realiza un TAC
craneal, que mostraba un nédulo de 2 cm de alta densidad en la con-
vexidad cerebral derecha, pegado a la tabla interna (Fig. 1), y un
E.E.G., con lentificacién del trazado temporal derecho (Fig. 2). Tras
craneotomia, se diagnosticé de meningioma, y se asocié al trata-
miento dcido valproico. Tras la cirugia del meningioma se obtiene
una mejoria espectacular de las manifestaciones digestivas durante
los dos o tres primeros meses, para de forma progresiva volver la fla-
tulencia con un ventoseo diario y no explosivo. Desde enero de 2000,
se ajustd la alimentacidn a una dieta sin gluten, con lo que se objetiva
una disminucién del meteorismo.
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Fig. 2. Lentificacion EEG del trazado temporal derecho.

DISCUSION

Entre los diagnésticos compatibles con el cuadro clinico,
tendriamos un posible reumatismo autoinmune. La positivi-
dad del autoanticuerpo antitopoisomerasa 1 sugiere una escle-
rosis sistémica progresiva, en este caso la variedad sine escle-
roderma, ya que no hay afectacién cutinea de momento.
Apoyan este diagnéstico las artralgias difusas de interfalangi-
cas proximales de manos y la dudosa inflamacién de codo
izquierdo, el sindrome seco, las citopenias, la difusién gaseo-
sa reducida (que pudiera traducir una neumopatia intersticial
asociada), y las diarreas alternas con estrefiimiento y el mete-
orismo (que pudieran deberse a una hipomotilidad de intestino
delgado con sobrecrecimiento bacteriano, diarrea y episodios
intermitentes de distensién abdominal, y a una hipomotilidad
de colon, con estrefiimiento e incontinencia rectal). La nula
progresion clinica, y la falta de datos tipicos como el endure-
cimiento cutdneo y el fenémeno de Raynaud, hacen improba-
ble este diagndstico, y hacen pensar que el autoanticuerpo
antitopoisomerasa 1 debe tenerse mds como marcador de
autoinmunidad, que como diferenciador de un cuadro clinico.
La enfermedad celiaca es una enfermedad autoinmune que
puede asociarse a otros procesos autoinmunes (1) como la dia-
betes insulino-dependiente (2) y que en el caso de la paciente
podria explicar la anemia ferropénica, el meteorismo y la alte-
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racién del ritmo intestinal, aunque su diabetes es de tipo II.
Sin embargo, el proceso expansivo intracraneal era un menin-
gioma y no una calcificacion (3-4), y los autoanticuerpos anti-
gliadina y antiendomisio eran negativos (5). Otra posibilidad
seria las bridas postquirtirgicas en un abdomen multioperado,
que originasen cuadros de suboclusidn, la patologia intestinal
funcional como el colon irritable, y la afectacion intestinal de
la diabetes (6), por neuropatia autonémica (7) o un déficit
enzimdtico pancredtico asociado. La breve evolucién de la
diabetes, la falta de malabsorcién y de respuesta a las enzimas
pancredticas o antibidticos orales, hacen improbable el diag-
néstico.

La epilepsia abdominal fue descrita por Trousseau en
1868 (8). Desde entonces existen pocos casos en la literatura,
como vomitos ciclicos, nadseas, eructos, dolor abdominal, o
diarrea (9-14). No se ha encontrado ningtin caso de ventoseo
comicial en la base de datos Medline entre 1966 y 2002. En
1971 Douglas establecié como criterios de epilepsia abdomi-
nal el dolor abdominal paroxistico y ciclico de duracién varia-
ble, las alteraciones de la conciencia, el sindrome postictal, las
anomalias E.E.G., y la mejoria con la medicacién antiepilépti-
ca (9). En 1983 Wendy corrigid estos criterios, sugiriendo que
no son imprescindibles las alteraciones de la conciencia o el
sindrome postictal (11). La paciente presentaba ventoseo
paroxistico y ciclico, sin dolor abdominal, alteraciones de la
conciencia, sindrome postictal, ni alteraciones E.E.G., excep-
to la lentificacion del trazado temporal derecho, y con cambio
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de la flatulencia tras la cirugia del meningioma y el tratamien-
to anticomicial. La paciente no fue sometida a estudios E.E.G.
con electrodos profundos o en las crisis de ventoseo (15), aun-
que la lentificacion del trazado temporal derecho, en la supo-
sicién de existir un foco epileptégeno, sugiere que estaria en
el 16bulo temporal derecho, posiblemente en las proximidades
del area motora suplementaria, que es la responsable en
modelos animales de las respuestas autondmicas (16).

En resumen, la paciente presenta una alteracién inmunita-
ria, que puede predisponer a tumores, de momento benignos, y
a un proceso autoinmune con positividad del anticuerpo antito-
poisomerasa 1, que sugiere enfermedad autoimune no diferen-
ciada en el momento actual. ;Hay un aumento en la produc-
cién intraluminal de gas por diabetes, insuficiencia pancreética
0 sobrecrecimiento bacteriano?...0 jhay un aumento de la
ingesta de gas por el sindrome ansioso-depresivo, raro sin
eructos? (17). Gas que se expulsaria de forma violenta y con
heces diarreicas sin discernimiento ano-rectal, ya por un colon
irritable, ya por un ventoseo comicial. Si suponemos una causa
epiléptica, se explicaria por descargas autondémicas ciclicas de
un foco vecino al drea motora suplementaria derecha, con
espasmo intestinal y progresion distal y salida explosiva del
gas, arrastrando heces que no han tenido tiempo de compactar-
se en el colon, con sensacién de urgencia deposicional. La
incontinencia rectal, con poca discriminacién del paso gas-
heces, se deberia a un fallo del esfinter anal interno, de inerva-
cién autondmica, frente al externo que es voluntario (18).
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