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RESUMEN

Fundamento: el duodeno corresponde a la segunda localizacién, con mas frecuencia se
presentan en los diverticulos gastrointestinales después del colon. El sindrome de Lemmel también
conocido como ictericia obstructiva intermitente, presencia de diverticulos duodenales préoximos a la
papila de Vater podria favorecer al desarrollo de enfermedades pancreatobiliares.

Objetivo: presentar el caso de una adulta mayor con ictericia en mucosa y piel intermitente
asociada con episodios febriles no cuantificados y dolor en hipocondrio derecho.

Presentacion del caso: paciente de 67 afios de edad, femenina, con un sindrome ictérico
obstructivo, sin presencia de coledocolitiasis u otra alteracion del arbol biliar distinta a la presencia de
un diverticulo duodenal. Por esta sintomatologia es remitido a consulta de Gastroenterologia del
Hospital Universitario Manuel Ascunce Domenech de la provincia Camagltiey.

Conclusiones: el sindrome de Lemmel es una enfermedad poco frecuente que debe tenerse

en cuenta como causa de ictericia obstructiva.

DeCS: ICTERICIA OBSTRUCTIVA/diagndstico; ICTERICIA OBSTRUCTIVA/patologia; DIVERTICULO
GASTRICO; AMPOLLA HEPATOPANCREATICA; INFORMES DE CASOS.
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ABSTRACT

Background: the duodenum corresponds to the second location where the gastrointestinal
diverticula are most frequently presented after the colon. Lemmel's syndrome, also known as
intermittent obstructive jaundice, presence of duodenal diverticula near the papilla of Vater could
favor the development of pancreatic biliary diseases.

Objective: to present the case of an older adult with jaundice in mucosa and intermittent
skin associated with febrile episodes not quantified and pain in the right hypochondrium.

Case report: a 67-year-old female patient with an obstructive jaundice syndrome, without the
presence of choledocholithiasis or other alteration of the biliary tree other than the presence of a
duodenal diverticulum. For this symptomatology is referred to Gastroenterology consultation.
Conclusions: Lemmel's syndrome is a rare pathology that must be taken into account as a

cause of obstructive jaundice.

DeCS: JAUNDICE, OBSTRUCTIVE/diagnosis; JAUNDICE, OBSTRUCTIVE /pathology;
DIVERTICULUM, STOMACH; AMPULLA OF VATER; CASE REPORTS.
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INTRODUCCION

El duodeno corresponde a la segunda localizacion, con mas frecuencia se presentan en los diverticulos
gastrointestinales después del colon. () Los diverticulos duodenales ocurren con frecuencia entre el
5-10 % de la poblacién general y su prevalencia se incrementa con la edad, la cual llega hasta un
15-20 % a los 80 afios de edad, sin embargo, por lo general son hallazgos incidentales, ya que la
mayoria son asintomaticos. El 75 % de estos diverticulos son periampulares de estos, los que se
localizan a 2-3 cm por encima de la ampolla de Vater se conocen como diverticulos yuxtapapilares. (?
Los pacientes rara vez cursan con sintomas, sin embargo, estos pueden incluir dolor abdominal,
esteatorrea, hemorragia gastrointestinal, perforacion, obstruccidon intestinal, diverticulitis y enferme-
dades de la via biliar (ictericia obstructiva, colangitis y pancreatitis). &%

El sindrome de Lemmel, también conocido como ictericia obstructiva intermitente, fue descrito por
primera vez en el afio de 1934, cuando Lemmel observd que la presencia de diverticulos duodenales
proximos a la papila de Vater podria favorecer al desarrollo de enfermedades pancreatobiliares. Hasta
el momento hay muy pocos casos publicados, por lo que es una enfermedadque no ha sido estudiada
a fondo. Se define como una hiperbilirrubinemia a expensas de la bilirrubina directa, secundaria a la
relacion de un diverticulo yuxtapapilar con alteraciones del arbol biliar, sin evidencia de coledocolitia-
sis u otra causa de hiperbilirrubinemia a expensas de directa. >¢7:®

Aunque la coledocolitiasis ocurre comunmente con una incidencia del 20 al 40 % en pacientes con

diverticulos duodenales periampulares, el 41 % de los pacientes que presentan diverticulos yuxtapa-
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pilares y sintomas secundarios a obstruccion de la via biliar tiene los conductos biliares y pancreaticos
normales en los estudios imagenoldgicos. ?

Por lo general, la mayoria de los pacientes cursan no solo con ictericia a expensas de la bilirrubina
directa, sino también con otros sintomas como dolor abdominal agudo o colangitis. Es caracteristico
que los pacientes presenten dolor epigdstrico postprandial y sensacidn de plenitud gastrica. ®

El mecanismo exacto aun no ha sido definido con exactitud, sin embargo, se postula que esté relacio-
nado con el incremento de la presién, la obstruccidn mecanica, la distorsion de la porcién distal del
conducto biliar comun y el ducto pancreatico o la disfunciéon o espasmos del esfinter de Oddi. Todo
esto favorece el reflujo del contenido duodenal con bacterias intestinales hacia el conducto biliar
comun y al conducto pancreatico y la estasis biliar, lo que por uUltimo produce los sintomas causados

por la enfermedad obstructiva del conducto biliar en su tercio distal intraduodenal.

PRESENTACION DEL CASO

Paciente femenina de 67 afios de edad, ocupaciéon ama de casa, de procedencia de area rural. Acude
a consulta por cuadro clinico de 11 meses de evolucidon consistente en dolor a nivel epigastrico
irradiado hacia flanco e hipocondrio derecho, asociado con sensacidon de distension abdominal post-
prandial. Que el 20 de octubre de 2018 comienza con ictericia en mucosa y piel intermitente asociada
con episodios febriles no cuantificados. No refiere antecedentes médicos previos. Al examen fisico, en
el momento del ingreso, signos vitales normales, a febril, ictericia en la piel y en escleras, con dolor a
la palpacion en el mesogastrio y flanco derecho, sin signos de irritacion peritoneal; resto del examen
sin alteraciones.

Los estudios paraclinicos iniciales muestran un hemograma con presencia de leucocitosis y neutrofilia,
hiperbilirrubinemia a predominio de la directa, el resto de perfil hepatico con alteraciones a predomi-

nio de las enzimas que miden colestasis (Tabla 1).

Tabla 1. Estudios analiticos

Estudio Rango normal Resultado
Hemoglobina 12,0 - 15,0 g/I 13,5 g/l
Hematocrito 0,41 — 0,54 % 0,41%
Leucocitos 4,5 — 11 x 10%1 10,6 x 10%1
MNeutrofilos 0,55 - 0,65 x 10%/] 0,60 x 10%/1
Linfocitos 0,25 - 0,35 x 10%/1 0,40 x 10%/1
Eaosindfilos 0,02 - 0,04 x 10%/] 0,03 x 10%/1
Plaquetas 140 - 450 x 10%/| 200 x 10%/]
Bilirrubina total = 21 mmuol/l 28,4 mmeol/l
Bilirrubina directa =3,4 mmol/| 19,4 mmol/]
Bilirrubina indirecta = 10 mmaol/| 9 mmolf]
ALT < 49 U/l 75 U/l
AST < 45 U/ 59 U/l
Fosfatasa alcalina 100 - 290 U/ 450 U/l
GGET 10 — 45 U/l 105 U/l
Tiempo de protrombina 12 — 15" 13 - 16"
INR 0,85 - 1,15 1,20

ALT: alaninaaminotransferasa; AST: aspartatoaminotransferasa; INR: indice
internacional normalizado; GGT: gammaglutamiltranspeptidasa.
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Se realiz6é una ultrasonografia hepatobiliar que reportd vesicula biliar distendida de paredes finas, sin
presencia de calculos en su interior. Colédoco de alrededor de 10 mm de didmetros. Dado los
hallazgos paraclinicos y ecograficos, se considera que cursa con un cuadro clinico de ictericia con
hiperbilirrubinemia a expensas de la directa, por probable proceso obstructivo. Se solicita colangiopa-
ncreatografia retrégrada endoscépica (CPRE), la cual reportd distension de la vesicula biliar sin la
identificacion de imagenes de calculos en su interior. Dilataciéon de la via biliar extrahepatica hasta el
colédoco distal y leve dilatacion del conducto pancreatico con aspecto liso de sus contornos. En el ni-
vel inmediato previo a la llegada de estos conductos al duodeno se identifica una formacion sacular

gue se considera corresponde a diverticulo duodenal (Figuras 1, 2, 3y 4).

Figura 1. Segunda porcién duodenal (luz inferior)

con presencia de diverticulo yuxtapapilar (luz superior).

Figura 2. Segunda porcion duodenal (luz inferior)

con presencia de diverticulo yuxtapapilar (luz superior).
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Figura 3. Canulacion de la papila duodenal

a través de un catéter con presencia del diverticulo vuxtapapilar.

Figura 4. Canulacion de |a papila duodenal

a través de un catéter con presencia de un diverticulo yuxtapapilar.

Dada la persistencia de un perfil hepatico obstructivo, se decide la realizacion de una papilotomia, en
la que se encuentra una via biliar extrahepatica de 10 mm sin defectos de llenado. Luego se decide la
colocacién de endoprotesis biliar. Presenta como complicacién pancreatitis pos-CPRE. Evoluciona hacia
la mejoria, por lo que se decide el egreso y control para retiro de la endoproétesis en 10 semanas, pro-

cedimiento realizado sin complicaciones.
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DISCUSION

La ictericia obstructiva intermitente por hiperbilirrubinemia directa y que produce sindrome de
Lemmel relaciona los diverticulos periampulares con alteraciones de la via biliar, como las litiasis
recurrentes, la colangitis o la pancreatitis. El diagnostico puede ser dificil, pero la sospecha clinica de
esta enfermedad, como una posibilidad, en los pacientes con hiperbilirrubinemia directa sin coledoco-
litiasis, es de suma importancia para evitar tomar conductas inadecuadas, esta debe iniciarse al
identificar la presencia del diverticulo periampular. ¢ Se confirma con estudios imagenoldgicos que
incluyen ultrasonografia endoscépica biliopancreatica, CPRE, tomografia axial computarizada (TAC)
abdominal o colangiopancreatografia por resonancia magnética. > Con cualquiera de ellos puede
demostrarse la compresion lateral que hay en el conducto biliar comin como causa de la presencia
del diverticulo.

Karayiannakis AJ et al.® han reportado que los estudios imagenoldgicos abdominales de este tipo
son una herramienta diagnodstica util para identificar enfermedades duodenales, mejorar las dificulta-
des y aclarar las dudas tanto clinicas como los hallazgos ultrasonograficos.

Kang HS et al. ©® sefialan que la mejor forma de demostrar la presencia de estos diverticulos es a
través de la vision lateral endoscopica durante la CPRE. En las tomografias y resonancias en este tipo
de diverticulos se ven como lesiones cavitadas de la pared fina, que por lo general, contienen gas y
estan situadas en la segunda porcidn del duodeno. Sin embargo, en ciertos casos estos diverticulos
periampulares se llenan de liquido y con frecuencia pueden confundirse con pseudoquistes pancreati-
cos, neoplasias quisticas en la cabeza del pancreas o incluso adenopatias metastasicas; por tanto, no
deben utilizarse solamente las imagenes, también debe haber un alto indice de sospecha basado en la
historia clinica, los sintomas y los hallazgos paraclinicos para llegar a un correcto diagnostico en estos
pacientes.

En el caso que se reportd, la clinica y los reportes paraclinicos del perfil hepatico indicaron que la
paciente cursaba con una ictericia de patrén obstructivo, por hiperbilirrubinemia directa. Por tanto, se
procedié a realizar una colangiopancreatografia retrégrada endoscépica, que describiéo una formacién
sacular en la segunda porcion del duodeno muy préxima a la papila. Con el nivel de llegada del colé-
doco con el conducto pancreatico, se logré enfocar el caso con una sospecha diagndstica especifica y
llevar a cabo el tratamiento indicado. En el caso, se confirmé la presencia del diverticulo el diagndsti-
co de sindrome de Lemmel. Luego se procedié a papilotomia y colocacién de endoproétesis biliar.

En la actualidad el diagnostico de este sindrome se realiza, la mayoria de las veces, a través de la
CPRE o la ultrasonografia endoscépica, ya que con ambas se logra confirmar el diagnédstico, excluir
otras posibles causas, como coledocolitiasis y tumores, y llevar a cabo la esfinterotomia endoscopica
como tratamiento, (10:11/12)

Al caso que se presentd no fue posible realizar ultrasonografia endoscopica por no contar con el citado
proceder en la institucion. Solo fue posible realizar ultrasonografia abdominal y a posteriori la
colangiopancreatografia retrograda endoscopica.

Por lo general, no se realiza este tipo de terapéutica en pacientes asintomaticos. Sin embargo, ya que
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casi todos los pacientes con este sindrome presentan sintomas relacionados con obstruccidon biliar
(ictericia, dolor abdominal y colangitis) como resultado de la compresion extrinseca del conducto biliar
comun, se debe proceder a realizar algin tipo de manejo. ®

Los diverticulos periampulares sintomaticos pueden ser tratados de manera conservadora por endos-
cdpica o quirGrgicamente. ® El objetivo del tratamiento en estos casos es aliviar la obstruccién
biliopancreatica, ya sea mediante reseccion quirldrgica o endoscoépica del diverticulo, esfinterotomia
endoscopica, e implantar un drenaje biliar o simplemente remover el contenido del diverticulo, el cual
puede corresponder a un enterolito o a restos de alimento impactado.

Oukachbi N et al. ® expresan que el tratamiento endoscépico tiene una tasa de éxito alta. El trata-
miento quirlrgico se reserva para complicaciones severas como perforacion o hemorragia importante
o en condiciones que cursen con sepsis, y la CPRE con esfinterotomia es preferible en casos de altera-
ciones pancreatobiliares. Este procedimiento esta indicado al tener en cuenta que no todas las formas
del sindrome de Lemmel son causadas por compresion extrinseca (distension del diverticulo periam-
pular) del conducto biliar comuan; se ha propuesto que la disfuncion del esfinter de Oddi o una fibrosis
crénica de la papila pueden ser también las causas de esta enfermedad. En estos casos, este seria el
procedimiento mas sencillo y practico a realizar para solucion.

Los casos reportados en la literatura son pocos, lo que se traduce en un desconocimiento claro sobre
la verdadera incidencia del sindrome de Lemmel. A pesar de lo anterior, Melo MDK et al. (:? exponen
que su existencia debe tenerse en las opciones diagnosticas en los casos de ictericia obstructiva
intermitente.

Es necesario el conocimiento de los pocos reportes de casos publicados en la literatura médica, los
cuales avalan el adecuado manejo diagndstico y terapéutico que se dio en la paciente, ademas de

plantear nuevos retos en el abordaje y tratamiento de futuros casos.

CONCLUSIONES

En pacientes ancianos que muestren un cuadro clinico compatible con ictericia obstructiva en ausencia
de litiasis en el conducto biliar comun (coledocolitiasis) o en ausencia de una masa tumoral, siempre
debe considerarse la posibilidad de que el paciente presente un diverticulo periampular causante de la
sintomatologia.

El manejo conservador con estudios imagenoldgicos siempre debe ser la primera opciéon para el
diagnostico en estos pacientes, y la intervencion quirdrgica o endoscépica deben ser utilizadas con

prudencia para realizar un tratamiento seguro y efectivo de este sindrome.
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