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CASO CLIiNICO

Ictericia obstructiva intermitente o sindrome de
Lemmel: reporte de caso y revision de la literatura

Intermittent obstructive jaundice or Lemmel syndrome: case report and literature review

Ediel O. Davila-Ruiz'*, Roberto A. Garcia-Manzano', Alan Barker-Antonio’, Nallely Y. Martinez-Santiago?,

Dolores Isidoro-Hernandez' y Rolando I. Sanchez-Guerrero’
'Servicio de Cirugia General, Hospital Regional de Alta Especialidad de Oaxaca, Secretaria de Salud Oaxaca, San Bartolo Coyotepec, Oaxaca;
2Servicio de Cirugia General, Hospital General Sur Puebla "Dr. Eduardo Vasquez Navarro", Puebla, Puebla. México

60

Resumen

Se presenta el caso de una paciente de 68 afios con un cuadro de colangitis recurrente y presencia de diverticulo duodenal
que comprime la via biliar. El sindrome de Lemmel es una afeccion infrecuente en la literatura, debido a que los diverticulos
duodenales rara vez presentan sintomas (10%) y en general se diagnostican de manera incidental. El 75% de estos diverti-
culos son periampulares. Si se localizan a 2.5 cm del ampula de Vater son yuxtapapilares. Solo el 1% presentan complica-
ciones. Debe ser considerado en caso de ictericia intermitente y colangitis, y tenerlo en cuenta como diagndstico diferencial
de pseudoquistes, tumor de cabeza de pdncreas o metastasis.

Palabras clave: Colangitis aguda. Diverticulo. Diverticulo duodenal periampular. Diverticulo yuxtapapilar. Duodeno. Sindro-
me de Lemmel.

Abstract

We present the case of a 68-year-old patient with recurrent cholangitis and the presence of a duodenal diverticulum that
compresses the bile duct. Lemmel syndrome is a rare entity reported in the literature, because duodenal diverticula
rarely have symptoms (10%) and are usually diagnosed incidentally, 75% of these diverticula are periampullary, if they are
located within 2.5 cm from the Vater ampule are juxtapapillary. Only 1% present complications. It should be considered in
case of intermittent jaundice, cholangitis, as a differential diagnosis of psuedocysts, pancreatic head tumor or metastases.

Key words: Acute cholangitis. Diverticulum. Periampullary duodenal diverticulum. Juxtapapillary diverticula. Duodenum.
Lemmel syndrome.

por primera vez en 1934. Lemmel observé que la
presencia de diverticulos duodenales proximos a la

El sindrome de Lemmel o ictericia obstructiva inter- ~ papila de Vater podria favorecer al desarrollo de en-
mitente es una afeccion infrecuente que fue descrita fermedades pancreatobiliares, y se define como
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ictericia obstructiva por diverticulo duodenal periam-
pular que comprime el conducto biliar comun causan-
do dilatacion retrégrada de la via biliar intrahepatica
y extrahepatica'.

El duodeno es la segunda region anatdmica, des-
pués del colon, en donde con mas frecuencia se
presentan los diverticulos gastrointestinales. Estos
diverticulos pueden ser pseudodiverticulos, que con-
sisten en bolsas de mucosa, carentes de capa mus-
cular, o diverticulos verdaderos (congénitos), siendo
los primeros los mas frecuentes. Los diverticulos duo-
denales tienen una incidencia del 5-10% en la pobla-
cion general; su prevalencia aumenta con la edad,
llegando hasta un 15-20% a los 80 afos de edad?.

La coledocolitiasis ocurre con una incidencia del
20-40% en los pacientes con diverticulos duodenales pe-
riampulares; el 41% de los pacientes con diverticulos duo-
denales yuxtapapilares no presentan coledocolitiasis.

Solo el 1% de los diverticulos presentan complica-
ciones. La colangitis es una de estas complicaciones
que deber ser tratada y diagnosticada de manera
oportuna, dada su alta tasa de morbilidad y mortali-
dad, acorde con las guias de Tokyo de 2018, median-
te antibioticoterapia y, dependiendo del grado, drenaje
biliar electivo o de urgencia®.

En este articulo presentamos el caso de una pa-
ciente de 68 afios con cuadros de ictericia de repeti-
cion. Ademas, se llevd a cabo una investigacién en
PubMed utilizando las palabras clave [diverticulum],
[duodenum], [lemmel’s syndrome], [acute cholangitis],
[juxtapapillary diverticula], [periampullary duodenal
diverticulum] y [obstructive jaundice], y se selecciona-
ron los 15 articulos mas relevantes en cuanto a pre-
sentacién de caso clinico, complicaciones, diagndstico
y tratamiento.

Caso clinico

Mujer de 68 afios, ama de casa, escolaridad secun-
daria, proveniente de una zona rural, con antecedente
de hipertensiéon de larga evolucion actualmente en
control, obesidad de grado Il, y resto negado.

Inicia el cuadro 48 horas antes de su ingreso con
dolor abdominal transfictivo en el cuadrante superior
derecho, fiebre, escalofrios y coloracion amarillenta
percibida por sus familiares. Durante el interrogatorio,
la paciente refiere un cuadro similar hace 6 meses que
fue manejado por medio particular, con remision.

En la exploracién fisica muestra una temperatura
de 39 °C, frecuencia cardiaca de 98 latidos por minu-
to, frecuencia respiratoria de 16 respiraciones por
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minuto y presion arterial de 135/75 mmHg. La paciente
esta intranquila, consciente y orientada. Se observa
ictericia en la piel y los tegumentos, mucosa oral se-
mihidratada, sin adenopatias cervicales. Exploracion
cardiopulmonar sin compromiso aparente. Abdomen
globoso a expensas de paniculo adiposo, dolor a la
palpacion en el cuadrante superior derecho, Murphy
negativo, no se palpan visceromegalias, rebote nega-
tivo, a la percusién timpanismo en mesogastrio, y
peristalsis audible (6 por minuto).

Los estudios de laboratorio a su ingreso reportaron:
hemoglobina 13 g/dl, hematocrito 41%, leuocitos
14,000, neutrdfilos 12,000, plaquetas 153,000, bilirru-
bina total 3.5 mg/dl, bilirrubina directa 2.6 mg/d|, fos-
fatasa alcalina 526, gamma-glutamiltransferasa
65 Ul/l, aspartato aminotransferasa 173 Ul/I, alanina
aminotransferasa 225 Ul/I, albumina 4, tiempo de pro-
tombina 16, tiempo de tromboplastina parcial 25, INR
(International Normalized Ratio) 0.9, amilasa 250 Ul/I
y lipasa 300 Ul/I.

Se inicia manejo por sospecha diagndstica de co-
langitis por datos de inflamacion sistémica (fiebre,
escalofrios, leucocitos > 10,000) y datos de colestasis
(ictericia > 2 mg/dl, elevacion de fosfatasa alcalina y
alteracion de las pruebas de funcién hepatica).

Se solicita estudio ecografico que con reporta ve-
sicula biliar normal sin litos en su interior, colédoco
de 10 mm, coledocolitiasis y tumor en la cabeza del
pancreas.

Se integra diagndstico definitivo de colangitis de
grado Il segun la guia de Tokyo (fiebre > 39 °C, leu-
cocitos > 12,000) y se inicia manejo antibidtico con
ceftriaxona (1 g/12 h por via intravenosa) y metroni-
dazol (500 mg/8 h por via intravenosa), rehidratacion
y analgesia.

Como parte del protocolo diagnéstico se solicitan
resonancia magnética (RM) y colangio-RM, que iden-
tifican un diverticulo duodenal descrito como una ca-
vidad de pared delgada, en la pared medial de la
segunda porcion del duodeno, ademds de coledoco-
litiasis y litiasis vesicular (Fig. 1). En la reconstruccion
de la colangiografia se aprecia un diverticulo de apro-
ximadamente 3 cm que comprime la via biliar, ademas
de dilatacion de la via biliar de hasta 23 mm, con dos
litos (uno en el tercio inferior del colédoco y otro por
debajo de la carina) (Fig. 2).

Ante dichos hallazgos se solicita duodenoscopia
més colangiografia retrégrada endoscépica (CPRE)
con la finalidad de realizar esfinterotomia, descom-
presién y drenaje de la via biliar. Durante el procedi-
miento no es posible canular el &mpula de Vater, por
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Figura 1. Resonancia magnética en la que se observan calculos biliares, colelitiasis, imagen quistica en la cabeza del pancreas y dilatacion de

la via biliar.

Figura 2. Colangiorresonancia que muestra un diverticulo duodenal (flecha).

un lito impactado en ella (Fig. 3) y diverticulo Noda
C, Boix lla, ademas de ampula fibrética (Fig. 4)
(Video 1).

Se programa de manera electiva para colecistecto-
mia y exploracion de la via biliar, la cual se realiza sin
complicaciones, con los siguientes hallazgos: diverti-
culo en la segunda porcion del colédoco de 5 x 5 cm,
vesicula biliar de 15 x 5 x 2 cm y colédoco de 3 cm
de diametro con mudltiples litos (seis en total), el de
mayor tamafio de 3 x 3 x 2 cm. Se realiza dilatacion
del ampula de Vater. El tiempo quirdrgico fue de
150 minutos y el sangrado fue de 100 ml (Fig. 5).

La paciente evoluciona favorablemente con remi-
sion de la colangitis, tolera la dieta a las 12 horas de
la intervencion y se decide su egreso a las 72 horas,
sin complicaciones. En su seguimiento al mes y 2
meses permanece sin cuadro de colangitis.

Discusion

Los diverticulos duodenales fueron descritos por
primera vez en 1710 por el patélogo francés Chomel,
pero no fue hasta 1934 cuando Lemmel los describid
como causa de ictericia obstructiva intermitente. El
duodeno es el primer lugar del intestino delgado en
cuanto a incidencia de diverticulos, y el segundo lugar
de todo el tracto digestivo después del colon. El 6%
de los diverticulos duodenales aparecen en la primera
porcion, el 53-75% en la segunda porcion, el 12% en
la tercera porcién y el 24% en la cuarta porcidon*®.

Los diverticulos duodenales se pueden clasificar por
su origen en diverticulos congénitos, que poseen todas
las capas de la pared duodenal y generalmente se aso-
cian con malformaciones o alteraciones pancreatobi-
liares, y diverticulos adquiridos (pseudodiverticulos,
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Figura 3. Colangiopancreatografia retrégrada endoscopica que
muestra la via biliar intrahepadtica y extrahepatica dilatada, con lito en
la confluencia de los conductos hepaticos y en el tercio inferior.

Figura 4. Vision retroversion endoscdpica en colangiopancreatografia
retrégrada endoscopica que muestra el diverticulo (flecha blanca), el
dmpula de Vater (flecha roja) y la primera porcion del duodeno (flecha
negra).

carentes de capa muscular), desarrollados por un
debilitamiento progresivo del musculo liso.

El sindrome de Lemmel es una afeccién poco fre-
cuente en la literatura, debido a que los diverticulos
duodenales rara vez presentan sintomas y suelen ser
diagnosticados de manera incidental. El 75% de estos
diverticulos son periampulares. Los que se localizan
a 2.5 cm del ampula de Vater son yuxtapapilares.
Esta localizacion prevalente se asocia con zonas de
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Figura 5. Diverticulo duodenal sefalado con la pinza de diseccion,
colédoco (flecha blanca), duodeno (flecha negra) y vesicula biliar (fle-
cha verde).

debilidad por el ingreso de estructuras anatémicas de
la via biliar y pancreatica. Solo el 10% de estos diver-
ticulos presentan sintomatologia y solo el 1% tienen
complicaciones, dentro de las cuales se encuentran,
en orden de frecuencia, sangrado de tubo digestivo
alto, diverticulitis, ulcera, perforacion, colangitis, pan-
creatitis cronica, fistulas duodenocoldnicas y esteato-
rrea. La transformacién maligna es excepcional y solo
ocurre relacionada con la inclusién de tejido pancrea-
tico o gastrico ectopico*®.

Las manifestaciones clinicas de este sindrome in-
cluyen ictericia a expensas de la bilirrubina directa,
dolor abdominal, colangitis 0 mimetizando tumores
periampulares, siendo la colangitis la manifestacion
mas grave y se deben priorizar su diagndstico y tra-
tamiento segun las guias de Tokyo de 2018.

La fisiopatologia de este sindrome se puede expli-
car con tres procesos fundamentales, los cuales pue-
den ser sucesivos o simultaneos:

— La irritacién mecanica directa del diverticulo
periampular puede causar inflamacién crénica de
la @mpula, lo que conduce a fibrosis.

— Los diverticulos periampulares causan disfuncién
del esfinter de Oddi, lo que produce estasis y
reflujo biliar desde el duodeno hacia el
colédoco.

— La parte distal del conducto biliar comudn o el
ampula pueden ser comprimidos por el diverticu-
lo periampular.
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Estos tres procesos favorecen el reflujo de conteni-
do duodenal, el sobrecrecimiento bacteriano, la esta-
sis biliar y la produccion de calculos biliares®’.

El estudio de imagen desempefia un papel impor-
tante para identificar y diagnosticar el sindrome de
Lemmel; para evitar un manejo erréneo, el uso de
tomografia y RM, el diverticulo periampular aparece
como una cavidad de pared delgada en la pared me-
dial de la segunda porcion del duodeno. En algunas
ocasiones puede llenarse de fluido y confundirse con
un absceso pancreatico, una neoplasia quistica de la
cabeza del pancreas o metastasis a los ndédulos lin-
faticos; la estructura del diverticulo se observa mejor
después de la administracién de contraste oral, pu-
diendo evaluar su tamafio antes y después de la ad-
ministracion, ya que en general su tamafo se duplica,
haciendo mas evidente la compresion de la via biliar.
El contraste intravenoso es de utilidad para diferen-
ciar tumores biliopancreaticos o pseudoquistes, ya
que las paredes del diverticulo muestran un leve re-
alce homogéneo (en la fase venosa), después de 45
segundos de su inyeccion®®,

En pacientes asintomaticos se recomienda el trata-
miento no quirdrgico o conservador, bajo la premisa
«molestia que no moleste, no la molestes».

Actualmente, la CPRE es el método de referencia
para el diagnostico y el tratamiento, por la posibilidad
de excluir otras posibles causas, como coledocolitia-
sis y tumores, y llevar a cabo la esfinterectomia en-
doscépica como tratamiento. El objetivo en estos
casos es aliviar la obstruccion biliopancreatica.

Existen dos clasificaciones endoscopicas para los
diverticulos duodenales: la clasificacion de Noda (Ta-
bla 1) y la de Boix (Tabla 2). Ambas sirven de apoyo
para planear el procedimiento de CPRE y predecir
falla y dificultad de la canulacion de la papila, asi
como complicaciones como perforacion, hemorragia
y pancreatitis®'®,

Boix, et al.® analizaron 400 pacientes sometidos a
CPRE, de los cuales 131 presentaron diverticulos
duodenales, y clasificaron la dificultad de canulacion
en grados: grado 1, canulacion profunda fécil; grado
2, necesidad de guia de alambre o esfinterotomo
especial; grado 3: dificultad de canulacion que requie-
re técnica especiales, como esfinterotomia con agu-
ja-cuchilla; y grado 4, imposibilidad para canulacion.
Estos autores concluyen que no existe diferencia en
la dificultad de canulacién en los pacientes con diver-
ticulos duodenales.

La intervencidn endoscopica es la primera linea de
manejo. En su estudio, Horaguchi, et al.’® analizaron

Tabla 1. Clasificacion de Noda (diverticulo duodenal) (129 pacientes)

Diverticulo Relacion papila-diverticulo Frecuencia

Tipo A Papila mayor se encuentra localizada 19%
lejos del diverticulo duodenal

Tipo B Papila se localiza adyacente al diverticulo 26%

Tipo C Papila se localiza en el margen del 47%
diverticulo

Tipo D Papila localizada dentro del diverticulo 8%

Tabla 2. Clasificacion de Boix (diverticulo duodenal) (400 pacientes
sometidos a colangiopancreatografia retrégrada endoscopica)

DiverticuloRelacion papila/ Frecuencia

diverticulo

Tipo | Papila localizada la: arriba 16.3%
dentro del Ib: izquierda
diverticulo Ic: abajo

|d: derecha

Tipo Il Papila localizada Ila: margen apical izquierdo  10.2%
en el margen del llb: margen apical derecho
diverticulo lic: centro del margen

izquierdo o derecho

|ld: entre dos diverticulos

Tipo Il Papila localizada 6.5%
cerca del

diverticulo

dos grupos de 129 pacientes, uno con presencia de
diverticulos y otro sin diverticulos, y determinaron la
dificultad de canulacion de ambos grupos y las com-
plicaciones, que fueron el 12.4% en el grupo con di-
verticulos y el 10.1% en el grupo sin diverticulos. Los
pacientes con diverticulos de tipo papilar presentaron
complicaciones en un 50%.

El tratamiento quirdrgico llevado a cabo mediante
diverticulectomia o derivacion biliodigestiva esta re-
servado para aquellos casos en los que hay perfora-
cion o hemorragia posterior a la CPRE, o cuando es
imposible la canulacién endoscopica por dificultades
como litos > 20 mm, ampula intradiverticular, incapa-
cidad para canulacién, falta de equipo, inexperiencia,
lito impactado en el colédoco distal o panlitiasis®'.

Se puede considerar el tratamiento quirdrgico cuan-
do se trate de un paciente joven sin comorbilidad
importante, puesto que, a pesar de realizar un trata-
miento endoscdpico adecuado, los sintomas biliares
son recurrentes y se precisan largos periodos de
observacion.



La diverticulectomia simple se asocia a una alta
morbimortalidad debido al riesgo de lesion del con-
ducto biliopancreatico, por lo que se sugiere localizar
el ampula de Vater por duodenotomia, de forma an-
terégrada por el cistico o por coledocotomia. Otra
intervencidon que puede ser de utilidad es la técnica
de rendez-vous, que consiste en la introduccion de
una sonda transcistica hasta franquear la papila duo-
denal mayor y efectuar la papilotomia con esfintero-
tomo de aguja, o introduciendo una guia hidrdfila
transcistica y capturandola en el duodeno, obteniendo
buenos resultados'.

Conclusiones

El sindrome de Lemmel es una afeccidn rara que
se ha reportado poco en la literatura mundial. Aunque
la prevalencia de diverticulos duodenales es relativa-
mente alta, la presentacion de sintomas y de compli-
caciones no lo es. El sindrome de Lemmel puede
causar complicaciones graves y debe considerarse
como posibilidad diagnéstica en pacientes con icteri-
cia recurrente y colangitis.

El diagnostico requiere estudios de imagen con do-
ble contraste para descartar otras patologias y docu-
mentar el diverticulo y la compresion de la via biliar.

Se recomienda el manejo endoscdpico con CPRE
como método de referencia para el diagnéstico y el
tratamiento, siendo altamente efectiva, poco invasiva
y con una baja tasa de complicaciones.

El manejo quirdrgico se reserva para la falla o las
complicaciones en la CPRE, pacientes con complica-
ciones propias del diverticulo duodenal, pacientes j6-
venes que no puedan recibir seguimiento vy
concomitancia con defectos biliopancreaticos.
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