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Resumen

El sindrome de Rapunzel es una enfermedad inusual y rara que se presenta en personas jovenes, caracterizada por un
acumulo de cabello ingerido (tricobezoar gastrico) y confinado generalmente a la camara gastrica que se extiende al intestino
delgado, asociada a tricofagia. Reportamos el caso de una paciente de 25 afios con antecedente de tricofagia que ingresa a
un centro de salud en curso de dolor, distension abdominal y datos de obstruccion intestinal asociado a hemorragia digestiva
alta. Con documentacion preoperatoria por tomografia computada abdominal de un tricobezoar con extensiéon duodenal, el
cual se extrae por laparotomia. La paciente se remite para manejo multimodal por servicio de psiquiatria. Es una afeccién
para tener en cuenta como diagnostico diferencial en los cuadros de abdomen agudo quirdrgico, de la mano con obstruccién
intestinal y sangrado gastrointestinal.

Palabras clave: Bezoares. Obstruccion intestinal. Hemorragia gastrointestinal. Trastornos de alimentacién y de la ingestion
de alimentos. Trastornos de ansiedad.

Abstract

Rapunzel syndrome is an unusual and rare disease that occurs in young people, caused by intragastric accumulation of in-
gested hair (gastric trichobezoar) that keeps stuck in the gastric lumen and extends to the small intestine, associated with
trichophagia. We report the case of a 25-year-old female patient with a history of trichophagia who is admitted in our institution
with abdominal pain, distention, nausea, weight loss and concomitant upper gastrointestinal bleeding. Preoperative diagnosis
was made by prior abdominal computed tomography scan with duodenal extension. Success surgical laparotomy and multi-
modal psychiatric follow up was made. This entity must be considered as a differential diagnosis with Acute Abdomen with
Bowel obstruction and upper gastrointestinal bleeding.
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|ntroducci6n

Los bezoares son masas de material no digerido
que se encuentran retenidas en el tracto gastrointes-
tinal. Su conformacién varia con respecto al tipo de
material ingerido, siendo el fitobezoar el mas comun-
mente encontrado'. Clasicamente se destacan cuatro
tipos de bezoar en funcién del material que lo confor-
ma: fitobezoar con fibras de frutas y verduras, tricobe-
zoar (TB) con hebras de cabello compactado,
farmacobezoar de medicamentos de consumo oral (ta-
bletas) y lactobezoar de derivados lacteos?®. Los TB
se han relacionado en un 90% con trastornos psiquia-
tricos y conductuales asociados a la presencia de trico-
tilomania y tricofagia, con preferencia de presentacion
en mujeres jovenes. Su diagndstico se basa en hallaz-
gos imagenoldgicos con estudios radioldgicos baritados,
tomografia computada de abdomen o endoscopia diges-
tiva alta. Cuenta con una constelacion de sintomas poco
especificos, siendo el dolor abdominal el mas comun,
seguido de nauseas y vémitos, anorexia, anemia, obs-
truccion intestinal y en una menor proporcién hemorra-
gia digestiva alta por ulceracion de la mucosa gastrica‘.
El sindrome de Rapunzel, inicialmente descrito por Vau-
ghan en 1968, es una complicacion rara de la formacion
de un TB, donde la masa de hebras de pelo se extiende
distal al antro pildrico hacia cualquier porcion del intes-
tino delgado y cuya morfologia presenta una prolonga-
cion distal que ocupa totalmente o en parte el intestino
delgado, incluso hasta alcanzar el ciego y el colon
ascendente®®. En el presente articulo reportamos un
caso de SR que se asocia con datos de obstruccion
intestinal y hemorragia digestiva alta.

Caso clinico

Mujer de 25 afos con antecedente de tricofagia que
consulta por un cuadro clinico de 2 meses consistente
en pérdida de 10 kg de peso, epigastralgia irradiada
al hipocondrio derecho, asociada a distensién abdo-
minal, nduseas, vomitos y tres episodios de hemate-
mesis en las 12 horas previas a su ingreso. En su
valoracion inicial se encuentra deshidratada, palida,
diaforética, taquicardica, con hallazgo de masa pal-
pable dolorosa en el epigastrio con signos de irrita-
cion peritoneal. EI hemograma es compatible con
anemia macrocitica, hipocrémica, leucocitosis asocia-
da con neutrofilia y resto de quimica sanguina eva-
luada (perfil biliopancreéatico, funcion renal y gases
arteriales) dentro de los limites normales. Se realiza

Figura 1. Tomografia computada de abdomen total contrastada que
evidencia una lesion sélida de bordes irregulares en la luz gastrica.

radiografia de abdomen seriada, en cuya proyeccion
en bipedestacion se documenta una gran dilatacion
de la cdmara gastrica con niveles hidroaéreos y pre-
sencia de gas distal. Se realiza ecografia abdominal
total que reporta una masa intraabdominal calcificada
sin determinar su etiologia. Es llevada a tomografia
de abdomen contrastada que evidencia distension de
la camara gastrica ocupada con material de densidad
de partes blandas, de contornos irregulares, que com-
promete gran parte del fondo y del cuerpo gastricos,
asi como el antro pilérico y el duodeno (Fig. 1).

Se lleva la paciente a laparotomia exploratoria, evi-
denciando dilatacion de fondo y cuerpo géstricos con
masa palpable de caracteristicas irregulares. Se rea-
liza gastrotomia anterior (Fig. 2) con evidencia de TB
que ocupa el 90% de la luz gastrica, extendiéndose
hasta la primera porcidn del duodeno, por lo que se
procede a su extraccion manual (Fig. 3).

Posteriormente se realiza revision intragastrica con
evidencia de ulceracion de la mucosa y estigmas de
sangrado reciente. Se procede a realizar gastrorrafia
en dos planos con sutura absorbible multifilamento de
poliglactina 910 calibre 2-0 y cierre de la cavidad ab-
dominal sin dispositivos de drenaje. En el posoperato-
rio evoluciona de manera satisfactoria, retorna el
transito intestinal con peristalsis efectiva y tolera la via
oral. Se ordena acompafamiento estricto por psiquia-
tria y a las 48 horas de vigilancia se da egreso
hospitalario.

Discusion

El primer informe histdrico de un TB se remonta al
siglo XVIII, cuando Baudamant describié a un chico

849



850

Cirugia y Cirujanos. 2022;90(6)

Figura 2. Gastrotomia anterior con exposicién del cuerpo extrafio
intraluminal.

Figura 3. Extraccion del tricobezoar que se extiende hasta la primera
porcion del duodeno.

de 16 afnos con esta afeccidn. La tricotilomania, des-
crita por primera vez en 1889 por el Dr. Hallopeau
como el deseo irresistible de extraer su propio cabe-
llo, en conjunto con la tricofagia se constituyen como
trastornos concomitantes hasta en el 90% de los
casos de TB, de predominio en pacientes de sexo
femenino con antecedentes de depresion mayor,
trastorno afectivo bipolar, esquizofrenia, trastorno de
ansiedad y estrés postraumatico’. Aproximadamente
el 10% de los pacientes con tricotilomania realmente

demuestran tricofagia como parte de su comporta-
miento ritual®.

La extension del TB desde el estdmago al intestino
delgado se presenta en el 49% a cualquier nivel del
yeyuno, al duodeno en el 18%, al ileon en el 21%, al
colon en el 5% y con origen en el yeyuno extendido
al colon en el 4% de los 72 casos reportados de SR°.
La mucina gastrica recubre el pelo del bezoar y con-
diciona una superficie brillante y rustica, que asocia-
da a la descomposiciéon y la fermentacion de las
grasas facilitadas por la protedlisis por el acido clor-
hidrico ocasionan compactacion, solidificaciéon y des-
naturalizacion de las proteinas del pelo, dandole un
pigmento oscuro independientemente del color de la
hebra implantada'. Acogemos la definicion universal
de SR, que involucra: 1) un TB con prolongacion dis-
tal, 2) extendido a intestino delgado y 3) con signos
sugestivos de obstruccion intestinal. EI TB usualmen-
te es de ubicacion prepildrica, pero puede comprome-
ter otros niveles del tracto gastrointestinal con menor
frecuencia, como el duodeno y los segmentos proxi-
males del yeyuno, hasta una obstruccién de la ampo-
lla de Vater que condicione ictericia, pancreatitis o
incluso cuadros apendiculares por oclusion de la val-
vula de Gerlach'*2.

Clinicamente, mas de la mitad de los pacientes que
acudieron al servicio de urgencias con un TB tenian
antecedentes de sintomas abdominales crdnicos
(57%), que incluian saciedad temprana, pérdida de
peso, dolor abdominal, distension abdominal y vémitos
intermitentes. El hallazgo mas comun en la exploracion
fisica fue una masa abdominal palpable (43%), vémitos
biliosos, hallazgos radiograficos de obstruccion intesti-
nal (29%) y anemia atribuible etiolégicamente a hemo-
rragia gastrointestinal crénica con requerimiento de
transfusion de hemoderivados antes de la intervencion
quirdrgica (14%)3.

El estudio de eleccidn para confirmar el diagnostico
preoperatorio del TB es la endoscopia de vias diges-
tivas altas. Se opta por estudios imagenoldgicos
como la tomografia computada de abdomen con do-
ble contraste y la radiografia de abdomen con con-
traste baritado para realzar el contorno irregular
endoluminal del TB. En la radiografia de abdomen en
proyeccion en supino se puede observar un area ra-
diolucida en la camara gastrica con una prolongacion
delgada hacia el duodeno, documentado como signo
«de la coma»215-17,

La endoscopia digestiva alta es el método diagnds-
tico mas confiable, pero con tasas de efectividad te-
rapéutica de solo el 5%'. El tratamiento de eleccion
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del SR consiste en la extraccién quirlrgica por lapa-
rotomia, teniendo la via laparoscopica como una op-
ciéon menos efectiva'®,

Los bezoares mas pequefios se pueden tratar de
forma conservadora, en general, con una dieta liquida
durante un periodo breve y un procinético para fomen-
tar el vaciado gastrico. La disolucién quimica con
celulasa surte efecto hasta en el 85% de los pacientes
con pequefos bezoares, tomada en forma de compri-
midos o instilada directamente en el estdmago en
forma liquida a través del endoscopio o de una sonda
nasogastrica. El lavado nasogastrico facilita la diso-
lucion fisica de los pequefios bezoares. Las bebidas
gaseosas disuelven mas de la mitad de los fitobe-
zoares y mas del 90% si se combinan con las técni-
cas endoscopicas?®'. Con el endoscopio se fragmenta
el bezoar en trozos mas pequefios. Es posible la
fragmentacion del bezoar con herramientas de mani-
pulacion endoscdpica. Los fragmentos del bezoar se
pueden presionar hacia el intestino delgado o extraer
por la boca, siempre proporcionando un sobretubo
para facilitar los pases frecuentes del endoscopio y
propendiendo a la proteccion de la via aérea. La frag-
mentacion y la extraccién endoscdpicas proporcionan
resultados favorables en el 85-90% de los bezoares
gastricos pequefios, con las mejores tasas de efecti-
vidad en casos de combinacién con terapia enzima-
tica proteolitica?226,

El bezoar en el SR es resistente a la degradacion
enzimatica y al manejo conservador. Las frecuentes
complicaciones derivadas del manejo endoscdpico
convierten a la conducta quirdrgica en el método de
referencia para el manejo definitivo del cuadro y de
sus complicaciones. Los TB precisan cirugia més a
menudo que los fitobezoares. Los bezoares gastricos
suelen extraerse a través de una gastrotomia anterior
por laparotomia exploratoria?’-2, El manejo laparosco-
pico se asocia a menos complicaciones relacionadas
con la herida, con mayor documentacion de contami-
nacion peritoneal por vertimiento, con lo que se plan-
tean nuevas técnicas como la denominada Iftikhar
Jan, en la que por medio de una gastrostomia tem-
poral fijada a una incision de utilidad supraumbilical,
dos trocares de 5 mm infraumbilical y flanco derecho,
se disminuye la probabilidad de contaminacion de la
cavidad peritoneal durante el proceso de extraccion
del TB. Los bezoares del intestino delgado se extraen
a través de una enterotomia o bien se propulsan pre-
sionando por via transmural hasta el ciego, donde
casi nunca causan problemas dado el mayor diametro
del colon. Si se contempla la intervencién quirdrgica,

conviene descartar la existencia de bezoares sincro-
nicos en mas de una localizacién 2%,

Conclusiones

Los TB tienen una baja incidencia y el SR es una
variante sumamente rara e infrecuente, con presenta-
ciones clinicas variadas. Es un diagndstico preopera-
torio desafiante, siendo normalmente de documentacion
incidental. El tratamiento definitivo es casi exclusiva-
mente quirdrgico, de preferencia por la laparotomia,
con una efectividad que ronda el 99% de los casos,
ademas de otras técnicas menos invasivas laparosco-
picas, endoscopicas y farmacoldgicas, sin los mismos
resultados.

Hemos realizado una revision extensa de la literatu-
ra a partir del caso descrito, exponiendo similitudes en
el abordaje quirdrgico de preferencia, con una presen-
tacién poco comun de hemorragia digestiva alta en
relaciéon con la erosién causada por el contacto per-
manente del TB con la mucosa géstrica. Se evidencia
que, en nuestra region, no se ha realizado una amplia
documentacién de esta afecciéon y por tanto debera
estar contemplada dentro de los diagnésticos diferen-
ciales de abdomen agudo quirtrgico que debutan con
obstruccion intestinal y sangrado gastrointestinal. Se
espera que esta revisién contintie aportando al desa-
rrollo de algoritmos claros de manejo, asi como a la
unanimidad en los criterios diagnosticos, que dista de
ser un concepto del todo universal. Soportamos el
hecho del manejo multidisciplinario en conjunto con el
servicio de psiquiatria, dada su alta prevalencia de
trastornos del comportamiento y patologias psiquiatri-
cas concomitantes.
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