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Enfermedad de Jodhpur resuelta por piloroplastia laparoscépica

(Jodhpur Disease resolved by laparoscopic pyloroplasty)
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Resumen

Antecedentes: la obstruccion primaria y adquirida al
vaciamiento gastrico fue descrita en 1997, cuando se dieron
a conocer los primeros reportes; es una entidad infrecuente
y poco conocida entre cirujanos pedidtricos, por lo tanto, el
objetivo de este trabajo es presentar un caso clinico y ofrecer
una sucinta revisién de esta patologfa.

Caso clinico: se presenta el caso de una nifia de 3 afios de
edad, con cuadro de 3 meses de evolucién de vémitos no
biliosos posprandiales que fueron intensificindose, dolor
abdominal y pérdida de peso. Se le realizé una serie es6fago
gastroduodenal, la cual mostré un estémago dilatado y un
vaciamiento gdstrico muy retardado, con medio de contraste
hasta 72 horas después. Se complementd con una endoscopia
digestiva alta, que mostraba un piloro estenético con biopsia
reportada sin malignidad, ni proceso inflamatorio especifico. Sin
respuesta al tratamiento médico. Se le realiz6 una laparoscopia
diagndstica, descartando alguna causa de compresién extrinseca
y visualizando un piloro de apariencia normal, por lo que se
decidi6 efectuar una antropiloroplastia tipo Heineke-Mikulicz
laparoscépica, que descarté la presencia de una membrana,
pero se encontrd un anillo fibrético pilérico que se resolvié con
la cirugfa. Evolucién postoperatoria satisfactoria.

Discusion: el caso de la nifia se agrupa en la categorfa de
obstrucciones primarias y adquiridas al vaciamiento géstrico
o enfermedad de Jodhput, caracterizada por un cuadro
clinico de vémitos no biliosos, peristalsis gastrica visible,
pérdida de peso, todos los sintomas sin causa aparente (no
membrana o diafragma), con estudio histolgico que descarta
otra enfermedad (no fibrosis, no inflamacién especifica,
no malignidad), y se resuelve satisfactoriamente con una
piloroplastia tipo Heineke-Mikulicz. El caso analizado
muestra que aunque esta entidad es rara, se debe empezar a
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considerar tras descartar otras enfermedades mds comunes,
y que el abordaje laparoscépico de la antropiloroplastia es
seguro y efectivo.

Descriptores: aciamiento gastrico, piloro, laparoscopia.

Abstract

Background: Primary and acquired gastric outlet obstruction
was described in 1997 when the first reports were released.
It is an unusualillness, widely unknown among pediatric
surgeons; therefore the aim of this paper is to present a case
and provide a brief analysis of the disease.

Case report: We report the case of a three-year old girl,
with a three-month history of worsening postprandial non-
bilious vomiting, abdominal pain and weight loss. The upper
gastrointestinal contrast study showed an enlarged stomach
and delayed gastric emptying, with contrast up to 72 hours
later. Endoscopy displayed a stenotic pylorus. The result of the
histopathologic examination was normal. Nonetheless, she
didn’t respond to medical treatment. A diagnostic laparoscopy
was performed, but extrinsic compression causes were dismissed
and it showed a normal pylorus, so a laparoscopic Heineke-
Mikulicz antropyloroplasty was performed. It dismissed the
presence of a membrane but showed a fibrotic pyloric ring that
was resected. She presented a satisfactory postoperative course.

Discussion: This case is grouped in the category of primary
and acquired obstructions to gastric emptying or Jodhpur’s
Disease, which is characterized by clinical symptoms like
non-bilious vomiting, visible gastric peristalsis and weight
loss with no apparent cause (no membrane or diaphragm}; a
histopathological study that dismissed other pathologies (no
fibrosis, no specific inflammation, no malignancy) and by the
fact that it may be easily resolved using a Mikuliczpyloroplasty.
This case shows that although this is a rare entity, it should be
considered after ruling out other more common diseases. It is
also possible to conclude that the laparoscopic approach for
antropyloroplasty is safe and effective.
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Aunque desde 1997 se dieron a conocer los primeros
reportes de una entidad denominada obstruccion primaria
y adquirida al vaciamiento gastrico, es infrecuente que se
presenten casos y, en muchas ocasiones, son ignorados entre
los cirujanos pedidtricos.

Se caracteriza por un cuadro clinico de vémitos no
biliosos, peristalsis géstrica visible, pérdida de peso, todos
los sintomas sin causa aparente (no membrana o diafragma),
con estudio histolégico que descarta otra enfermedad (no
fibrosis, no inflamacién especifica, no malignidad) y se resuelve
satisfactoriamente con una piloroplastia tipo Heineke-Mikulicz.

El objetivo de este trabajo fue exponer el caso de una nifia
de 3 afios de edad que present este cuadro clinico y que, de
igual manera, se resolvié con una piloroplastifa tipo Heineke-
Mikulicz, pero con abordaje laparoscépico, sin complicaciones
y evolucién postoperatoria satisfactoria.

Presentacién del caso

Se trata de una nifia de 3 afios de edad, con un cuadro
de 3 meses de evolucién de vémitos no biliosos posprandiales,
los cuales fueron aumentando en frecuencia y gravedad, pues
inicialmente se presentaban después de la ingesta de sélidos, y
eventualmente también con liquidos. Asocio pérdida de peso,
de aproximadamente 1,5 kg, y un deshalance hidroelectrolitico.

Durante este tiempo, habfa recibido tratamiento con
omeprazol, metoclopramida y ranitidina, con mejorfa transitoria,
segun indicaron los padres.

Se le realizé una SEGD que mostré una cdmara gastrica
distendida, sin paso a duodeno del medio de contraste, incluso
una hora después, y con medio de contraste en estdmago
incluso 72 horas después (figura 1A). También se complement6
con una endoscopia digestiva alta (figura 1B), que report6 una
“tumoracién pilérica”, describiendo un piloro de 3 mm de

Figura 1. Estudios preoperatorios. a. SEGD (enero-2011), que muestra
una camara gastrica distendida, sin lograr el paso del medio de contraste
a duodeno. b. Endoscopa digestiva alta (27-12-2010), que muestra un
piloro estendtico, con un lumen de 3 mm diametro, no franqueable con el
endoscopio neonatal.

lumen, no franqueable, sin respuesta a la administracién de
metoclopramida, por lo que se descartd un espasmo pildrico.
No se observé membranas a nivel de antro, ni prepildricas. Se
tomo biopsias con las que se descartd procesos infiltrativos e
inflamatorios especificos.

La paciente fue sometida a una laparoscopia diagndstica,
sin evidenciar lesiones compresivas extrinsecas, ni un piloro
hipertréfico. Se realizé inicialmente una piloromiotomfa tipo
Fredet-Ramstedt sin éxito, pues al insuflar la cdmara gastrica
con aire, atin existfa una obstruccién al vaciamiento géstrico,
por lo que se decidi6 realizar una pilorotomfa longitudinal desde
el borde duodenal hasta el antro, y se visualizé una estrechez
prepilérica (figura 2a) que se secciond, la cual concordaba con
la imagen endoscdpica; se realiz6 una piloroantroplastia tipo
Heineke-Mikulicz en doble capa, con vicryl 3-0, y se pasé
una sonda nasoduodenal bajo visién directa, con el objetivo
de iniciar nutricién enteral temprana (figura 2b). Se colocé un
parche de epiplén y se dejé un drenaje de Penrose.

La evolucién posoperatoria fue satisfactoria; en el dfa
postoperatorio 2 se inicié la nutricién enteral con Alfaré®
(férmula semielemental para lactantes) en infusién continua por
la sonda nasoduodenal, con adecuada tolerancia. Por el drenaje
de Penrose salfa poco liquido de caracteristicas serohemadticas,
curs6 afebril y sin distensién abdominal. En el dfa postoperatorio
6 se le realiz6 un estudio contrastado (figura 2c), el cual mostrd
un adecuado paso del medio de contraste hacia duodeno,
sin fugas ni zonas de estenosis, por 1o que se retiré la sonda
nasoduodenal y se inicié la dieta por boca, inicialmente con
liquidos y luego con dieta papilla, 1a cual fue bien tolerada. En el
dfa 8 postoperatorio la paciente egres6 en buenas condiciones,
siendo valorada en la consulta externa a la semana y al mes
postoperatorios, tolerando bien la dieta, sin molestias, y con un
aumento de peso de casi 2 kg.

Discusion

La incidencia de la obstruccién al vaciamiento gdstrico
en ninos es relativamente baja, de alrededor de 1:100000,
cuando se excluye la estenosis hipertréfica del piloro (EHP).!?
Sharma et al, en 1997, formularon una modificacién a la
clasificacién de Colin Moore sobre obstrucciones congénitas al
vaciamiento gdstrico, publicada en 1989,% con el fin de agregar
la estenosis hipertréfica del piloro y aquellas causas adquiridas
de vaciamiento gdstrico. Propusieron una clasificacién con 3
categorfas: las obstrucciones intrinsecas congénitas de antro
y piloro, la EHP y las adquiridas.® En la primera se incluyen
la agenesia, la atresia y las membranas.* Colocan la EHP en
una categorfa propia y por tltimo, las causas adquiridas, que se
subdividen a su vez en primarias y secundarias. En la primaria
se describe la nueva entidad: la obstruccién adquirida al
vaciamiento géstrico en infantes y nifios. En las secundarias se
incluyen la enfermedad é4cido péptica y los tumores.>

Posteriormente, en 2008 se publicé una serie mds grande
de casos con las mismas caracteristicas, ademds de una amplia
revisién de bibliograffa en la que se hall6 otros casos similares,
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Figura 2. a. Imagen transoperatoria (23-2-11) que muestra la zona de estrechez antropildrica, apenas permeable para la punta de una pinza de Maryland. b. Region
antropildrica seccionada para realizar una piloroplastia tipo Heine-Mickulicz, con el paso trasduodenal de una sonda para alimentacion enteral temprana. c.
Estudio contrastado al sexto dia postoperatorio (1-3-11), que muestra piloro permeable, con adecuado paso del medio hidrosoluble al duodeno, sin fugas ni zonas
estenéticas.

dando pie a consolidar esta entidad como una enfermedad, a
la que se llam¢ la “enfermedad de Jodhpur”, en honor a la
ciudad en India donde fueron descritos los casos en ese pais.°
En esa publicacién, los investigadores, ademds, ampliaron la
clasificacién, bautizada con el apellido del autor, “clasificacién
de Sharma”, y agregaron en la categorfa de obstrucciones
intrinsecas congénitas de antro y piloro, la obstruccién
luminal (valvas) v, en la categorfa de obstrucciones adquiridas
secundarias, la lesién por quimicos corrosivos, en la que cabe
mencionar que los casos de obstruccion al vaciamiento gastrico
son mas frecuentes con los dcidos, pues afectan mds el estémago
que el es6fago, a diferencia de las dlcalis.”

Las dlceras pépticas usualmente se presentan en duodeno
y, en segundo lugar, las prepildricas.® La complicacién con
una obstruccién al vaciamiento gastrico es rara en nifios.” El
estudio de Azarow et a/'® mostré que desde la introduccién
de los bloqueadores de la bomba de protones, disminuy¢ la
necesidad de cirugfa en los pacientes complicados con sangrado
y perforacién. Sin embargo, para los casos de obstruccién, la
incidencia de cirugfa se mantuvo constante, aunque hay otros
reportes mds recientes,” en los que debido a los resultados
positivos obtenidos, la tendencia es utilizar terapia médica para
casos complicados con obstruccién al vaciamiento géstrico.

Se debe hacer referencia a algunos reportes de otras
entidades causantes de obstruccién al vaciamiento géstrico,
mds raras aun en la poblacién pedidtrica, como un caso
publicado de hiperplasia de gldndulas de Brunner, que
produjo una obstruccién total a nivel pilérico, en un nifio de
8 afos,!!" asf como un caso de hiperplasia foveolar secundaria
a hipersensibilidad a la leche de vaca, que se present6 con
obstruccién al vaciamiento gdstrico por la formacién de una
masa lobular prepilérica que ameritd reseccién quirtrgica.'?
Otro fue un caso de miofibromatosis infantil en un neonato con
un miofibroma a nivel pildrico.!® Ademds, el linfoma géstrico,'
y los pélipos géstricos pediculados localizados en antro, que
podrian protruir a través del piloro y producir una obstruccién
al vaciamiento gastrico.!® Todos estos casos raros se clasificarfan
como obstrucciones adquiridas secundarias a tumores.

Las gldndulas de Brunner se encuentran desde el piloro
hasta la segunda porcién del duodeno, y corresponden a células
submucosas que secretan mucina; la hiperplasia de estas abarca
del 5 al 10% de los tumores benignos del duodeno, usualmente
es asintomdtica, aunque se reporta su asociacién con sangrado
intestinal alto, obstruccién e invaginacién duodenal.!' En
el caso del nifio de 8 afios mencionado , la hiperplasia era
circunferencial, y no tuvo respuesta adecuada a los inhibidores
de bomba de protones, pero resolvié con una piloroplastia
laparoscdpica tipo Heineke-Mikulicz.!!

El caso analizado en este reporte muestra que aunque esta
entidad es rara, se debe empezar a considerar tras descartar otras
enfermedades mds comunes, y que el abordaje laparoscépico de
la antropiloroplastfa es seguro y efectivo.

Conflicto de interés: no existe ningln conflicto de interés
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