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Resumen

Introduccién. La alergia a la proteina de la leche de vaca
puede tener miiltiples manifestaciones clinicas. Algunos
casos presentan inflamacion del colon rectosigmoide con
dismotilidad coldnica secundaria, similar a la enfermedad
de Hirschsprung. Estudios previos han destacado que la
proporcidn de alergia a la proteina de leche de vaca en
recién nacidos que presentan sintomas similares a los de la
enfermedad de Hirschsprung es alta. Objetivo. Describir
el caso clinico de una paciente con alergia a la proteina de
leche de vaca, con sintomas e imagen en el enema de bario
sugestiva de enfermedad de Hirschsprung. Caso clinico.
Paciente nacida a término, previamente sana, que desde
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las dos semanas de vida presenta episodios de regurgitacion
y a los tres meses empeoramiento de los sintomas con vo-
mitos e irritabilidad. Al examen fisico presenta hallazgos
compatibles con alergia a la proteina de leche de vaca. Re-
cibia lactancia materna exclusiva y se indica continuarla
con dieta de exclusion a leche de vaca. A los tres dias de
iniciada, el cuadro empeora con emesis, por lo que se am-
plian los estudios por imdgenes, con hallazgos que podrian
haberse relacionado con enfermedad de Hirschsprung. Se
realizd una biopsia endorrectal que descarté enfermedad
de Hirschsprung. Se indicd suspender la lactancia y conti-
nuar con la formula a base de aminodcidos, con adecuada
tolerancia, progresion de peso y talla, resolucion de la xe-
rodermia y de la distension abdominal. Conclusién. En
pacientes con distension abdominal severa o hallazgos que
simulan enfermedad de Hirschsprung, como diagndstico
diferencial debe evaluarse la alergia a la proteina de le-
che de vaca, siendo una entidad cada vez mds frecuente,
y se deben realizar pruebas diagndsticas apropiadas para
determinar un diagndstico. Para la confirmacion del diag-
ndstico final de enfermedad de Hirschsprung, la biopsia
endorrectal es lo indicado.

Palabras claves. Alergia a la proteina de leche de vaca,
enfermedad de Hirschsprung, dismotilidad colénica, procto-

colitis alérgica.
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Allergy to Cow’s Milk Protein Simu-
lating Hirschsprung’s Disease Based
on Barium Enema Findings. A Case
Report

Summary

Introduction. Cow's milk protein allergy can have mul-
tiple clinical manifestations. Some cases present with
inflammation of the rectosigmoid colon with second-
ary colonic dysmotility similar to Hirschsprung's dis-
ease. Previous studies have shown that the proportion of
cow'’s milk protein allergy in newborns presenting with
Hirschsprung's disease-like symptoms is high. Aim. To
describe the clinical case of a patient with cow's milk pro-
tein allergy, with symptoms and barium enema imaging
suggestive of Hirschsprung's disease. Clinical case. A
term infant, previously healthy, with episodes of regur-
gitation since two weeks of life and worsening of symp-
toms with vomiting and irritability at three months of
age. Physical examination revealed findings compati-
ble with cow's milk protein allergy. She was exclusive-
ly breastfed and instructed to continue on a cow's milk
exclusion diet. Three days after the onset of symptoms,
her condition worsened with vomiting and the imaging
studies were expanded with findings that could have been
related to Hirschsprung's Disease. An endorectal biopsy
was performed and Hirschsprung's disease was ruled out.
It was indicated to discontinue breastfeeding and con-
tinue with the amino acid-based formula, with adequate
tolerance, weight and height progression, resolution of xe-
roderma and abdominal distension. Conclusion. In pa-
tients with severe abdominal distension or findings sim-
ulating Hirschsprung's disease, cow's milk protein allergy
should be considered as an increasingly common entity in
the differential diagnosis, and appropriate diagnostic tests
should be performed to establish the diagnosis. Endorectal
biopsy is indicated to confirm the definitive diagnosis of
Hirschsprung's disease.

Keywords. Cow's milk protein allergy, Hirschsprung's dis-

ease, colonic dysmotility, allergic proctocolitis.

Abreviaturas

APLV: Alergia a la proteina de la leche de vaca.
EH: Enfermedad de Hirschsprung.

PA: Proctocolitis alérgica.

1G E-FA: Alergia alimentaria mediada por IgE.
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Introduccion

La alergia a la proteina de la leche de vaca (APLV) tie-
ne multiples manifestaciones gastrointestinales que pue-
den presentarse con inflamacién del colon rectosigmoide
y dismotilidad colénica dificil de diferenciar de la enfer-
medad de Hirschsprung (EH)." Existen casos en los cua-
les se realiza un diagnéstico erréneo de EH sin encontrar
alteracién en ganglios del recto resecado,” lo cual confir-
ma la importancia de evaluar a la APLV en pacientes con
sintomas gastrointestinales similares a los de la EH."*?

Asimismo, en menores de 6 meses existen manifesta-
ciones clinicas como distensién abdominal severa, estre-
fiimiento, mala ingesta oral y retraso en el crecimiento,
que pueden estar causadas por diversos factores. Por lo
tanto, una vez descartadas las causas anatémicas que pue-
den generar una obstruccidn, se deberfa sospechar EH u
otros trastornos como la pseudoobstruccién.

Existen estudios que destacan que la proporcién de
alergia a la proteina de la leche de vaca en recién nacidos
que presentan sintomas similares a los de la EH es mucho
mds alta de lo esperado.”®” La PA es un trastorno inmu-
nomediado que se caracteriza por la inflamacién del colon
rectosigmoide.®’ Se han realizado estudios con el fin de
determinar los factores clinicos asociados con PA y HD,
describiéndose casos con sintomas de proctitis alérgica
(PA) similares a los de la EH,*>!° teniendo en cuenta que
una historia de eliminacién normal de meconio dentro
de las 48 horas de vida no excluye la posibilidad de EH.®

El objetivo de este estudio fue el de describir el caso
clinico de un paciente con APLV, con sintomas e imagen
en el enema de bario sugestivos de EH. Dado que existen
hallazgos que simulan EH como diagnéstico diferencial,
debe evaluarse la APLV, una entidad cada vez mds fre-
cuente, y se deben realizar enfoques diagndsticos y tera-
péuticos apropiados.

Caso clinico

Paciente nacida a término, sin antecedentes antena-
tales de importancia, cuyos padres, previo al estudio,
realizan la firma del consentimiento informado. Desde
las dos semanas de vida presenta multiples episodios de
regurgitacién. A los tres meses empeoran los sintomas,
agregdndose vémitos e irritabilidad. Acude a urgencias,
donde se realiza una ecografia de abdomen en busqueda
de hipertrofia del piloro, la cual fue dificil de realizar
por interposicién de asas. Al examen fisico se evidencia
xerodermia generalizada, deposiciones con moco y eri-
tema perianal, por lo que se sospecha APLV.

La paciente recibia lactancia materna exclusiva, por
lo cual inicialmente se indicé continuarla, con dieta de
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exclusién de leche de vaca. Sin embargo, a los tres dias
de iniciada, empeora el cuadro clinico, con presencia
de multiples episodios eméticos e intolerancia a la via
oral. Se ampliaron los estudios, entre ellos una radio-
grafia de abdomen, con imagen sugestiva de vélvulo
intestinal. Se solicita una radiografia de colon por ene-
ma, en la que se observa una marcada distensién del
colon sigmoides, con un indice rectosigmoideo menor
a 1, hallazgo que podria relacionarse con EH (Figura 1).
Posteriormente, se realiza una biopsia endorrectal, que
reporta la presencia de células ganglionares e inervacién
morfolégicamente usual.

Dada la evolucién de la paciente y su compromiso cli-
nico, se indica suspender la lactancia materna e iniciar
férmula a base de aminodcidos. Posteriormente, presenta
una adecuada tolerancia a la via oral, progresién de peso
y talla, con resolucién de la xerodermia y la distensién
abdominal, por lo que se determina que los sintomas que
presenté fueron por APLV.

Figura 1. Enema con bario con marcada distensién del co-
lon sigmoide con indice rectosigmoideo menor a 1

Discusién

La APLV puede tener multiples manifestaciones gas-
trointestinales, que se expresan como reacciones inmu-
nomediadas a las proteinas alimentarias. Esto incluye
a la alergia alimentaria mediada por IgE (IgE-FA), la

alergia alimentaria mixta IgE y no mediada por IgE y no
IgE-GI-FA."'"" Ademds, dichas manifestaciones pueden
presentarse con inflamacién del colon rectosigmoide y
dismotilidad coldénica, a veces dificil de diferenciar de
la EH, entidad causada por una migracién, prolifera-
cién, diferenciacién y supervivencia defectuosas de las
células de la cresta neural, que conduce a aganglionosis
intestinal.'?

Se han descripto casos de APLV en los cuales se
realiza un diagnéstico erréneo de EH, sin encontrarse
alteracién en ganglios del recto resecado por biopsia,
lo cual confirma la importancia de evaluar APLV en
pacientes con sintomas gastrointestinales similares a los
de la EH."** Ademds, se ha descripto que la presen-
cia de manifestaciones clinicas en menores de 6 meses,
como distensién abdominal severa, estrenimiento, mala
ingesta oral y retraso en el crecimiento, pueden estar
causadas por diversos factores, por lo cual una vez des-
cartadas las causas anatémicas que pueden generar una
obstruccién mecdnica por radiografia o ecografia abdo-
minal, se deberfa sospechar EH u otros trastornos como
la pseudoobstruccién.*

Existen casos reportados que describen sintomas de
proctocolitis alérgica (PA) similares a los de la EH,*>
teniendo en cuenta que una historia de eliminacién
normal de meconio dentro de las 48 horas de vida no
excluye la posibilidad de EH.® En estudios previos se
ha destacado que la proporcién de APLV en los recién
nacidos que presentan sintomas similares a los de la EH
es mucho mds alta de lo esperado.”®” Por lo tanto, el
médico deberfa evaluar cuidadosamente al menor con
distensién abdominal y realizar pruebas diagnédsticas
apropiadas para asi proporcionar un enfoque y trata-
miento adecuados.

Asi es como Bloom y colaboradores reportaron los
casos de cuatro lactantes con proctitis alérgica que te-
nfan un estrechamiento irregular del recto y una zona
de transicién en el enema de bario, sin embargo, con
células ganglionares normales confirmadas por biopsia
rectal.”® Kawai y colaboradores reportaron un caso de
APLV que presenté sintomas muy similares a la EH.”
Kubota y colaboradores describieron casos de recién
nacidos con APLV con sintomas similares a los de
la EH durante el periodo neonatal." Por tultimo, Jee
Hyun Lee y colaboradores encontraron pacientes con
PA que presentaban sintomas similares y hallazgos en
el enema de bario consistentes con EH, mostrando que
la incidencia de PA que simulaba EH era mds alta de
lo esperado.*

La proctocolitis alérgica es un trastorno inmunome-
diado que se caracteriza por la inflamacién del colon
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rectosigmoide.®” Se han realizado estudios con el fin de
determinar los factores clinicos asociados con PA y EH.
Se encontré que los pacientes con PA generalmente no
tenfan manifestaciones como vémitos en comparacién
con los grupos EH, y la ingesta oral deficiente fue mds
comtun en el grupo con EH."

En relacién con la fisiopatologia, en la APLV exis-
ten diferentes rutas inmunoldgicas. Existe una respues-
ta inflamatoria dentro del colon rectosigmoide e infil-
tracién principalmente de eosinéfilos, los cuales son
activados a través de citoquinas (IL-4, IL-5, IL-13 y
TNEF) por parte de linfocitos TH2 y células plasmdti-
cas, promoviendo la produccién de IgE y la degranu-
lacién de los eosindfilos, con la liberacién de proteinas
con efectos proinflamatorios,'* siendo estos considera-
dos como factores predisponentes para que se presente
dismotilidad coldnica y estrechamiento espdstico del
recto inducido por el cambio inflamatorio inmuno-
l6gico.* Aunque hay pocas publicaciones en relacién
con los hallazgos radiolégicos de la colitis alérgica,
usualmente se ha evidenciado edema de la mucosa y
estrechamiento de la luz colénica por engrosamiento
de los pliegues del intestino delgado en el enema de
bario similar a la EH.%"

Con relacién al caso clinico, se observa que la pacien-
te presentaba sintomas gastrointestinales y hallazgos al
examen fisico, con xerodermia generalizada, deposicio-
nes con moco y eritema perianal, que hacfan sospechar
APLV, por lo cual se indicé dieta de exclusién de leche
de vaca. A los tres dias de iniciada la dieta, empeora el
cuadro, por lo cual se amplian los estudios por imdge-
nes, que mostraron una marcada distensién del colon
sigmoides, que podria relacionarse con EH. Sin embar-
go, los hallazgos de la biopsia endorrectal descartaron
EH, confirmando el diagnéstico de APLV tras iniciar
férmula a base de aminodcidos y observando la mejorfa
clinica presentada por la paciente.

Conclusion

En pacientes con distensién abdominal severa o ha-
llazgos que simulan EH, como diagnéstico diferencial
debe evaluarse la APLV, entidad cada vez mds frecuente-
mente diagnosticada, y se deben realizar pruebas diagnds-
ticas apropiadas para determinar un diagnéstico adecua-
do. Para la confirmacién del diagnéstico final de EH, la
biopsia endorrectal es fundamental.

Consentimiento para la publicacién. Se obtuvo el con-
sentimiento informado por escrito de la paciente o sus padres,
tutor o familiar, para la publicacion de los datos ylo imd-
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