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Salpingooforitis xantogranulomatosa
asociada con malformacion urorrectogenital

en una adolescente

Dras. Graciela Quijano* y Marta Cohen*

Resumen

Presentamos el caso de una adolescente de 17 afios
con una malformacién urorrectogenital compleja
queinclufa megavejiga con desembocadura uretral
enlavagina, fistula rectovaginal (recto con desem-
bocadura normal en ano) y dos hemititeros con su
correspondiente cuello y anexo, ambos desembo-
cando en una sola vagina. La deteccién de una
tumoracién anexial izquierda llevé a extirpacién
del hemittero y anexo izquierdos. En este tltimo
se comprobé salpingitis y ooforitis xantogranu-
lomatosa. La inflamacién xantogranulomatosa ha
sido reconocida en diferentes sitios, siendo la
pielonefritis xantogranulomatosa la localizacién
mads frecuente. La malformacién genitourinaria
compleja con fistula rectovaginal seguramente ha
actuado en este caso como factor predisponente a
la infeccién ascendente. Esta asociacién, que no
hemos hallado previamente, amplia el espectro de
las patologias asociadas a la inflamacién xantogra-
nulomatosa.

Palabras clave: inflamacién xantogranulomatosa, mal-
formacién urogenital, ooforitis, salpingitis.

Summary

We are reporting the case of a 17 year-old girl
having a complex urorectal and genital malfor-
mation consisting in a megabladder with vaginal
urethral meatus, rectovaginal fistula (normal anus),
and two hemi-uterus with cervix and adnexa,
related to one vagina. Presence of an adnexal tu-
mor prompted the resection of one hemi-uterus
and the ipsilateral adnexa. These showed xantho-
granulomatous salpingitis and oophoritis.
Xanthogranulomatous inflammation has been
recognized at several sites, xanthogranulomatous
pyelonephritis being the most common. The
complex malformation present in this patient most
probably contributed to ascending infections. We
did not find other reports of this association, which
enlarges the spectrum of associations related to
xanthogranulomatous inflammation.

Key words: oophoritis, salpingitis, urogenital mal-
formation, xanthogranulomatous inflammation.

La inflamacién xantogranulomatosa
esun proceso inflamatorio crénico carac-
terizado por la presencia de numerosos
macréfagos xantomizados. Esta forma
poco frecuente de respuesta inflamatoria

se ha descripto principalmente en el ri-
fién (pielonefritis xantogranulomatosa),
pero se han comunicado casos en dife-
rentes sitios.

Presentamos un caso de salpingo-
oforitis xantogranulomatosa (SOX) en
una adolescente de 17 afios portadora de
una malformacién urorrectogenital.

HISTORIA CLINICA

Paciente de 17 afios que ingresé por
dolor abdominal. Entre los antecedentes
se recogi6 que era producto de un emba-
razo gemelar, presentaba un solo rifién y
tenfa una malformacién urorrectogenital
compleja. La misma inclufa megavejiga
con desembocadura vaginal de la uretra,
fistula rectovaginal (ano permeable con
desembocadura rectal normal), dos
hemitteros, cada uno con su correspon-
diente anexoy cuello, terminandoenuna
sola vagina, labios menores hipoplésicos
y ausencia de clitoris. Por esa malforma-
cién se habia efectuado una colostomia
en “cafio de escopeta” a los 2 meses de
vida. A los 16 afios se le efectué una
nueva colostomia en la zona del colon
sigmoides, a cabos divorciados. En el
examen clinico actual se constaté tu-
moracién anexial izquierda, que terminé
en la extirpacién del hemittero izquier-
do con sus anexos y cierre de la fistula
rectovaginal. No se modificé la desem-
bocadura uretral en la vagina.

ESTUDIO
ANATOMOPATOLOGICO

El hemittero (con cuello) midié 7,5 x
3,5 x 3 cm. La trompa era tortuosa con
pared engrosada y luz focalmente
puntiforme que no permitié el pasaje de
un estilete. El ovario media 5 x 4,5 x 3 cm,
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y su superficie era congestiva y hemorrégica.
Presentaba algunos pocos quistes de hasta 1
cm de didmetro y un drea abscedada y
cavitada de 3 x 2,5 cm, parcialmente delimi-
tada por tejido blanquecino fibroso, con ma-
terial pardoamarillento grumoso y friable
(Figura 1).

En el examen histoldgico se observo ova-
rio con amplias dreas de inflamacién xanto-
granulomatosa, con gran cantidad de
histiocitos xantomizados y con restos celu-
lares fagocitados, acompafiados por abun-
dantes plasmocitos, menor nimero de
linfocitos y con dreas abscedadas (Figura 2).
No se identificaron bacterias ni células con
cuerpos de Michaellis-Gutmann. La trompa
mostré extensa infiltracién de laldmina pro-
pia por la inflamacién xantogranulomatosa
(Figura 3). El ttero presenté endometrio
proliferativo con infiltrados inflamatorios
linfocitarios leves a moderados, cuello con
metaplasia escamosa y endocervicitis ines-
pecifica.

DISCUSION

Lainflamacién xantogranulomatosa (IXG)
ha sido reconocida en diferentes sitios, como
rifién, vesicula biliar, vejiga, préstata, testi-
culo y epididimo, ovario, trompa, endo-
metrio, estémago, colon sigmoides, apéndi-
ce, pancreas, piel y zona anorrectal en rela-
cién con remanentes del conducto mii-
lleriano."™ En algunos casos se ha asociado
con la presencia de neoplasias, como en ri-
fién, vesicula biliar, vejiga y tdtero.>''® La
pielonefritis xantogranulomatosa es la for-
ma mads frecuente de presentacién de IXG.

La IXG del tracto genital femenino es
infrecuente. Se han descripto pocos casos de
salpingitis, ooforitis, salpingooforitis y
endometritis XG."* Los casos de SOX se
presentaron en pacientes entre 23 y 72 afios,
que consultaron por dolor abdominal bajo o
suprapubico, fiebre, menorragia o sangra-
do vaginal, y presencia de masa tumoral
pélvica o dolor a la palpacién anexial.
Ladefoged y col.® relataron tres pacientes
con IXG con compromiso combinado de
endometrio, ovario, trompa y parametrios
en dos, y con endometritis en una. Gray y
col.! comunicaron el hallazgo de SOX en
una paciente de 47 afios, quien tenfa, ade-
mds, un dispositivo intrauterino y una
endometriosis reconocida en el estudio
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FiGura 1: Hemititero izquierdo completo con su correspondiente anexo,
con drea abscedada y cavitada en el ovario.
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FIGURA 2: Area de inflamacién xantogranulomatosa con numerosos
macréfagos con citoplasma espumoso. H-E x100.
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FiGura 3: Trompa uterina con infiltracion masiva de la mucosa por
macréfagos de citoplasma espumoso. H-E x40.
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histolégico de la pieza, como pequefios fo-
cos en el tejido adiposo perianexial y en la
pared uterina; el cultivo del material
purulento de la trompa y ovario fue positi-
vo para Escherichia coli.

Russak y col.? refirieron 6 casos de
endometritis XG en pacientes con antece-
dentes de adenocarcinoma de endometrio
que habian recibido radioterapia, de mane-
ra que incluyeron a esta tdltima como una
nueva asociacién con la IXG.

La patogenia de la IXG no estd acaba-
damente dilucidada, pero hay factores que
estarfan relacionados con la aparicién de
histiocitos xantomizados tales como la aso-
ciacién con un proceso inflamatorio, terapia
antibidticainefectiva, defectuosa capacidad
parala fagocitosis completa de las bacterias
y anomalias en el metabolismo deloslipidos.
Las patologias asociadas a la IXG, como
hemorragia y obstruccién (litiasis, neopla-
sias), con predisposicién a la infeccién y
necrosis tisular, seguidas de liberacién de
colesterol y otros lipidos, activarian la
fagocitosis por macréfagos. La malaco-
plaquia, una entidad muy cercana a la IXG
y con patogenia probablemente comn, tie-
ne como particularidad la presencia de cuer-
pos de Michaellis-Gutmann. Esta lesién re-
sulta de la incapacidad de los macréfagos
para cumplir con su funcién bactericida
como consecuencia de un déficit en la libe-
racién de b-glucuronidasa y bajos niveles
de guanosin-monofosfato ciclico (GMPc).

En la mayoria de los casos de SOX hay
antecedentes deinflamacién pélvica, con ais-
lamiento de diferentes bacterias. Otras aso-
ciaciones son antecedentes de tratamientos
con antibiéticos, endometriosis y estenosis
cervical. No se han relatado casos relaciona-
dos con procesos neopldsicos malignos o
radioterapia como en otros érganos.

La paciente que presentamos es de parti-
cular interés por la asociacién entre SOX y
una malformacién genitourinaria compleja,
con fistula rectovaginal. Esta es una causa
predisponente de infecciéon ascendente del
tracto genital y explicaria por qué esta lesién
se present6 en la adolescente. Esta combina-

cién no ha sido relatada previamente y am-
plia el espectro de las patologias asociadas
(en este caso malformativa) a la IXG. O
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