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ESCUELA DE MEDICINA DE SEMMELWEISS
BUDAPEST, HUNGRIA

Gingivitis ulcerativa hiperpldstica y colitis
ulcerativa en una de dos gemelas idénticas

Por los Dres.:

D. Scuvier, (A, GoreExyrn 1. Svcir(™

Schuler, D, et al. Gingivitis wheerativa hiperplisticn v colitis wleerativa en una de dos ge

metas idéntieas. Rev, Cube Ped, 1532 3, 1971

S¢ describe la presencin simulidnes de uleeracidn bueal v colitis ulrntali_\'a_ en unaﬁt dos
gemelas idénticas, de 13 anos de edad. Se diseute ¢ probable papel etioligico del viros del

herpes simple, aislado a portiv de un exudado gingival. La he

wna gemela de la paciente

ha estado sana duramte los cineo ano= en los cuales e =iguid la evolucion de la enfermedad

en la paciente,

INTRODUCCION

Aunque la colitis ulcerativa es rela-
tivamente rara, = ha ohservado un au-
mento en la ineidencia durante las -
mas décadas, especialmente en el Norte
de Europa.®® Del 0.3 al 0.7% de los pa-
cientes ingresados en los hospitales 1e-
nian colitis uleerativa® y la frecuencia
de su presencia en la poblacién puede
considerarse como de 1:150057 Este
trastorno ha sido menos frecuente entre
los nifios que entre loz adultes™ En
Hungria, Schiéngut et al.”* encontraron
12 ¢aszos en T anos. Burch et al.® clasi-
ficaron los casos comenzados precoz v
tardiamente, pero aun con esta diferen-
ciacidn, la incidencia maxima de los
casos precoces cac dentro de la catego-
ria de los adultos, estando en el limite
de los 18 afios. También resulté que en-
tre los nifios el trastorno habia sido mis
frecuente entre loz mayores, es decir,
en el grupo de 10 a 14 aiios.”

Este estuddio ez ¢l informe de un caso
de colitiz uleerativa en una de dos seme-

iy I Pediateic  Clinde. Tiieoltg w7209,
Budapest. 1%, g,

luz idémticas con implicacion extrain.
testinal { gingivitiz ulcerativa hiperpli-.
tica)t, que hasta ahora ha sido extrema-
damente rara, va que solo hay pocos in-
formes de ella en la literaiura,

INFORME DE UN CASO

I #a., ning de trece afos de edad. Ambos
padres eran saludables ¥ no lhabia  historia
familiar de enfermedad hereditoria o Jde nu-
cimiente gemelar. La  paciente nacié  por
porie normal {de embarazo gemelard: =u peso
al nacimiento fue de 2200 g ¥ ol de su her-
mana gemela, de 2000 g La plarenta eras
comin v la: doz nifas eran mor  parecida-
una a la otra, por lo que podian ser consi
deradas como gemelas uwiovalares, Esto estaba
vespaldado también por la igosldad e -u-
tipos  sanguineos  (“BY, MN, Pde, Fyfod,
eeDEe, Ryrd, haproglabulings sérieas (Hp L1
InV- (InV (1.1} ¥ fraccione: Gm (Gmfasabab,
Ambas  hermana:  temian wna proehba e
Coombs ligeramente positiva,

e aruerdo von la historia del caso. o pa-
ciente tuvo  estenosiz el pilore comnde res
vien nacida s MmN v memngitis euandae
it

=i dezareolls civomotor era satisfuctorio.
Fue ingresady en Lo Clivies de Extomatoelo.
gig ale T Esvuela de Modicina de la Univers

siilaal b Bawbapest a0 bss ciete afies b addinl,
prer zanEivili= eon fielire alta de=de Btz ana



semana, Los trastorne: habian comenzado dos
semanas antes del ingreso. Tenia la encia en-
mecida a lo largo de los pequenos molares
derechos  inferiores, extendiendose luego la
tumefaceion a tada la encia superior o infe-
rior.  aflajindosele lo: dientes, La  paciente
estaba indiferente, débil, inapetente v sn tems
peratura subid a 38O,

Anteriormente, algones de sus dientes pri.
mario: tuvieron que ser extraidos debido a la
gingiviti=. Al ingreso, sus encing o taban -
mefactas, =angrande facilmente com wuna su-
perficie  caponjesa  irregular v en algunos
Iugares con tejide proliferative granolado eo.

lor vorgo amarillento,

En los hordes de la encia, 2¢ obzervaban
pequenas  erostones  diseminadas: v uleeracio-
ne= superficiales YFig. 10,

La  gingivitizs acasiond ¢l desprendimiento
de o= dientes canine v premolar. Histologi-
camente, la encia tomefacta estaba  ecubierta
por  epitelio cscamoso  estratificade  que  se
amplizla v que en :ll{:l!ll.'l:- partes e extendin
praofundamente  dentre  del tejide conjuntivo
subvacente, La  estroctura del  epitelio era
normal, con una superficie generalmente pa-
ragquermasica. En el tejide conjuntive suhepi-

telial <o obeervala  deposicién de  suers ¥
clementos  celulares  inflamatorios, linfoecitos
v oeelulas placmditicas, Muocha: células plasma-
ticas contenian cucrpos de Russell.

Thovegindistieo

Gingiviti=  proliferativa  eréniea.

Como tratamicento, la paciente recibié com-
primidos  de salvarsdn, pineelada: con trype-
flavina v gammaglobuling, Su e:tade mejors,
En julic d= 1963, la paciente fue transferida
a b Segunda Clinieas Pediatries o _-m.pﬁvlm
e leuneemin,

No s demostre por el examen fisico olros
trastornos que la grave gingivilis mencionada
anteriormente v una  sensibilidad abdominal
difnza, La paciente hacia deposicionss pasto-
cas v oliente: de dos a seiz veees diarins, v al
tercer dia despues de <o traslade. también
aparecieron velas sanguineas v mucosidade:s
en las heees. Las aislamiemos de bacterias
patogenicas o protexoaria: foeron  negativas
Cugdrea hematolagico: lewcocitos, 17.000: fro-
tis  diferencial: leucorcito:  inmadores 495,
newtrafilos segmentados: 429, cosindfilos, 196,
linfocitas 287 : eritrosedimentacidn: 32 mm/

Fig. l-—Encia inflomada, tumefacta e hiper
inferiaores. Ohsérvese o wleerecion  gingival

plistica o lo lerge de los dientes incisivos
superficial afrededor de los premelares infe-

rigres izguicrdos,
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hora: médula dsea: rica en célulus, eritra »
mielepoyesi= normal: contes de plaguenas:
250000, Contenide de proteina  séeies  totul,
L1 g5 albldming, 328; a 1: 10L0: 2: 20.4,
g by oy 168, Conlinamivnto en cuma, alto
vonlenido caldrico v vitaminico en la dieta,
irunsfusiones ¥ Irslamicnlo intravenoss ron
preparado ferroso mejoraron el estodo de o
paciente; el coadro hematoldgice se norma-
lizé. la eritrosedimentacion bajé s 20 mm/
hora, el mimers de deposiciones diarias dis-
minayé @ 13, pero a veces habia heces san.
guinolentas. También la gingiviti- mejord L
gerumente. Une irrigorradioscopia realizada un
mes e larde demozire uoo afectacion infla-
matorin de tode el colon con alieraciones seu.
dopoliposas irregulares de fa mueosu. La haus.
tracidén del colon descendente v sigmoide dis.
minuyi. El cuadre cadiogriflics correspondio
a una coliti= ulcerativa,

Hecroscapin

“Muco:a sparcotemente normal, medio hipes

rrl‘-ild-l..

Copiosas mucosidade= a lo Jarge de Ia pa-
red intestinal. A una distoncia de 80 mm hay
une pequeiia protrusién e o pared posterior
tilel tamafio de una pequefio semilla de linazas,
supucstamente  residue de un palipe despren-
dido; una lesion similar o von distancia de 50
mim. Sobre el ane, ol comienze de la ampulla

reclal hay una pegnefia crosicn mmeoss, Fin la
porcién inferior de 8 cm. el rerto, la mure-
= esia toscamenie plegada v nm-uiprnlnl.,-mn.:.-
hiperemiada, Opinién: prociiii:", Mm alelunte,
la gingivitis de la pariente tem
mias grave. S¢ desarrolld uns periostitis dereclia
gque mejord con ratamicnto lacal o base e s
treptomicing ¥ peniciling,

a lowerse

Daspués de haber side dada de alia del
hospital por primera ves, la paciente  teni
de una 4 ires depociciones diocios, rug sin.
tomas  sutbjelives cesaron v las moanclias  san-
Euineas macroscépicas se veisn ron pora fre.
cuencia en sus heres. Ocasionslmente, tam.
bicn la reaccion de Febster era negaliva.
Pero la repetician de la irrigoscopia y la ree
to. copia indicaron la permanencia de la coli-
ti= wlrerativa. Los hallazges recloscdpicos en
Nov, 5 1768 mostraron proctitis puevamenie.

La irrigoscopin (mayo 19690 mostre: ~El
colon ficilmente Henado con ln snstaneis e
contrasie, Las parles desvendenie ¥ om
exlidn rigidos, porecida: a2 un who: Ja haue.
tracidon III*I-.'I]uIrl-rit.'r_ El colon transverso v ol

proximal muestran un extado inflamaterio gra.
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ve seudopoliposo. El o terminal el ilewn
parcee pormal.  Radielégicamente, ol estados
correspronde o eoliti=  uleerativa, von ulters
ciones progresivas™,

Rectoseopia en junio %, 149 “Facil o
dueridn del recloscopio hasta  una  distuncia
de 240w, Desuparecieron las zona- inflama:
teria=. La muresa ex rosado pélido, stirave.y
da enlcramenle por vasos fransparente=",

El cuadro hematolégice era mormal, la-
proteinas sericas lotales: 38 z%%: la gamna
glubulinag tienade o di minuir; albdming 5587,
a l: 663 @ 2: I5.4; g: 151; »: 72, La inmu-
noclectroforesi. mostra un ligera descenss de
I2G o IgA, [gM normal v ligero aumento de
w 1 glicoproteing, Examenes para anticuerpos:
Staph, alphuantitoxina: 10; S wyphi Qaglu.
tinioa=: (Vg 5 1vphi 1V aglutiminas: 8 44 ¢
Sh. fexneri Laglotininas: @ 3: Sh. flexnerd

) T vas: 0 bz Shy, Mexnerd 3-aghai
B 431 Sh, sonnel aglutinina: | E. cnli 0
aglutinina=: 8 4 4: E, colj 055 aphotininae-:
i ¥z E. coli 086 aglutinina- {— 1 ; E. eoli 0,111
sglutininas: & Opinion, El nivel de ami.
ruerpos es bajo.

El exaomen de los granulocitos para la fa.
gocitis mosied condiciones normales; 900 e
taflilococos/ 100 célules maduras  segmentadas

Fig, 2. HI‘H"”.HF-’III'H ol eorlonn ; e ffernniaiedvan

extenzive. El colon descendenre ex .mfml'.-.-r

meastrande proximalmente wna wlterecion som
dopolipo,

it O



iSept, 1968} 3 1ambién la transformacidn blis-
tica de las células linfoides estimuladas con
fitohemaglutinina  (junio 19681 fue sutisfar
toris Cindice mitdlico: 69% en un cullivo de
72 horass,

En wvista de la obstinada estomatitis ulee-
paliva. = truti e realizar el aiclamionta e
viru= a partic de la exudacidn gingival.

Comas  resuliade, »e aislé el viras del her-
pes simple en la membrana varioalanioica del
embrign de polle ijunio 1969). Se¢ podia
excluir s acatalazemia. ya que la actividad
de la catalaza -anguinca cra de 350 U/ml,

v pesar de -u enlermedad. la nifia e de-
sarrolls  satisfactoriomente, o condicién  nu-
iricional hu side buena ¥ ho asistide a la es
cucly on una forma correspondiente i »u edad.
Ha estude  bajo  observacidn  duranioe  cince
aiios v en lu sctwalidad =u dnico trastoring o
la gingivitis, que mejord salo ligera ¥ lem-
poralmente despué- de un tralamienio de dos
meses von prednisolona llevado o cabo hace
un abe. w-ande wna dosi= inicial de 50 mg
disrismente durante dos semanas, sepuida de
dosi menores.

Cumn también e considers lo posibilidad
de ung alergia al mercurio, la amalgama de
lor empustes en sus dientes fue cambiada, sin
ningin resultads en la mejorin de la gingi
vilin.

Coma los hallazgos irrigorradioscdpicos to-
davia indicaban colitis ulcerativa, hace medio
afe imava 196%) _e tratd una cura con sala-
sopirins en la csperanza de que tal vex la
estamatitis >¢ aliviara con la mejoria del pro-
vers  iniestinal.

Sin embarge, la salazopirina tuve un efeclo
comeario: los sintomas intesiinales reapare-
cieren, lar deposiciones mucorangoinolenta:
comengaron de nueve v volvieron los fuerte:
dolores abdominules. Por lo tanto, los padres
de Ju nins suspendicron la medicacién, Con
la recurrencia de la colitis empeord también
In pingivitis: se desarrollé la fichre ¥ la parte
derecha de la eara se hinchs., Cusndo la nifia
volvié después de una semana, tenia periosti-
tis. Despué  de un tratamiento subsiguiente
loral con retardin ¥ vitamineterapia (C, poliB,
acido 16lico, B,,1. la paciente se recuperd de
Is prriostitis ¥ la estomatitis mejord de puevo.

DISCUSION

Antes se ereia que la colitis uleerati-
DAl Phend gy 0 i = L]
vilers e origen bactérico, micdtico o
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viral. Recientemente se ha idoe conside-
vandae cada ver mis como una enfer-
medad autoinmune v 2e ha atribuideo un
papel importinte a los factores paigui-
eos en snoaclivacion, La naturaleza auto-
Snmune iy esle trastornn ha silo con-
firmado pur ¢l hallazgo de que ¢ han
demostrado lo: autoanticuerpos en un
805 e los vasos de colitiz= uleerativa.
Pero usando ol mélode considerable-
mente mias especilice de la inmunolluo-
rescencin. = obtuvicron resuliados po-
sitivos en solo 70 de 173 casos"™" Lus
apiniones contradictorias asi como los
hallazgos disimiles muestean gue la elio-
logia de este vstado esta ain poco clara
e oy el momento, lo= autores tie-
nen e conlentirse con hipatesis. Pero
rualyuiera que sea la cavsa directa de
la volitis uleerativa, ¢l [actor heredita-
rio desempeiia un papel sustancial en
su desarrollo.

En sicte instituciones de importancia
de varios continentes, Burch et al.® de-
st aron ung distribucion  uniforme
de L edad en la incidencia de Ta colitis
uleerativa. Esto sugiere una predisposi-
e’an genéticu. Mra observaciéon en res
palido de esta opinién ex que la colitis
uleerativa ha sido asociada frecuente-
mente con olres trastornos heveditarios.
tales como ileitis terminal. hepatitis
cronica, espondilitis anquilosante, uvei-
lis, eczema, ete., v también ha sido a
menudo familiar. Kirsaer y Speneee’
demostraron la prezencia familine en
66 de un total de 1084 cazos de colitis
ulezrativa v de ileitis terminal.

Se hicieron observaciones sistemalicas
también por Slean et al.:™* Felsen ¥
Wolarsky:* vy Barker: Sherlock et al™
informaron en 1963 la presencia [umi-
liar de colitis uleerativa o enieritis re-
gional en cuatro wifos de una familia
v un primo, mientras que Van der Reis™
hallo tres easos de colitis ulcerativa en

R.C.P.
Mavo.Junre 1971



una familia de cinco. En tres generacio-
nes e una Tamilin, Morris®™ demostrd
da e colitis uleerativa en ocho
miembros, De acuerdo con este tdltimo
autor, en la literatora se han deserito
aleededor de 160 familias en las coa-
les mis de un miembro v 21 Tamilias
en las enales mas de dos micmbros, te-
nian colitis uleerativa. De acuerdo con

lan existen

los mis recientes hallazzos genéticos, la
herencia de colitis uleerativa es poligé-
niea, " mienteas que <6lo hay dos in-
formes de su presencia en gemelos, La
primera es la deseripeiin die Lyons
Postteqwanich™ de la alecta
par e gemelos varones, sin inmdlieaeian

don de un

de aque Tueran uni o biovulares, La su-
posicion de que fneran gemelos idénti
cos ¢ obtuve parcialmente partiendo de
la iden
la presencia de hipospadias en amlroz.
El otro informe, de Webb,” deseribia
la enfermedad en otea pareja de geme-
las varones, a loz cuales los autores con-
sideraron uniovulares por o igualdad
el sexo v la gran semejanga de estatura
v pigmentacion, sin mencionar mayor
evidencia,

ithadd de su zexo, ¥y en parle por

En ¢l easo que tratamos ahora. ¢l ori-
sen uniovular de las nidas gemelas e
taba, ademas de la gran scemejonza en
el aspeeto externo. respaldado también

por los hechos de que compartieron una
placenta comiin, sus tipos ¥ subtipos
sapnguineos, haptoglobinas séricas, ¥ gro-
pos oY v G eran idénticos ¥ que
también ¢l grupo antigeno H1™ tisular
pudiera ser considerado idéntico en ha-
s de la prueha de transformacion lin-
foblastica mezclada. En contraste con
los anteriores informes, en esle caso una
e las zemelas estaba perfectamente »a-
na v permanecio asi durante lo- cineo
afios en que su hermana gemela catuvo
sufriendo esta grave enfermedad, Sin
embargo, csto no es exclusive de la he-
rencia poligéniea de la enfermedad, Ta

RGP
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enal, aunque e= muy probable que oru-
rra on gemelos idénticos, puede depen-
der  extraordinarinmente  de Tactores
externos, Un estudio elinico v genético
mis preciso de la familia contribuiria
la verdadera partivipacion de las con-
diciones externas en la etiologia de la
extraordinariamente a la evaluacion de
enfermedad.

Seaiin indicado anteriormente, la co-
litis ulcerativa ha estado asociada fre-
cuentemente con otras enfermedades o
sintomas extraintestinales. En paciens
tes con colitis uleerativas, Fernandes
Herlifiv® halld artritis: Bleck et al)!
hemolitica autoinmune: Kfeek:
wer el al.!* observaron casos de enfer

e

medades hepaticas cronicas ¥ Kurlan-
der y Kirsner' lupus eritematoso sis
témico. Los estados concurrentes mis
frecuentes parccen ser la estomatitis
aftosa:’ la alleracion cutanea neeratica
(piodermia gangrenosa), ' asi como
implicacién uleerativa inflamatoria del
esifago™'"

La asociacion de la colitis uleerativa
con la uleeracion bucal ha sido deseri-
ta en salo dos cos0s.'” En un ecaso. la
alteracion uleerativa inflamatoria de la
encia fue tan grave que condujo a la
perforacion del velo del paladar. En
vse caso particular también, el comico-
zo de los sintomas de la colitis hal
sido precedidos por una inflamacion
ulcerativa bueal, Los autores obecrvas
ron que el proceso bueal =and
del alivie quirirgico de la colitis, pero
en uno de los dos casos la recuperacion
tomo todo un afio. También expresa
ron la opinion de que las alteraciones

an

s

ulcerativas de la piel (piodermia gan-
arenosa). de la mucosa hueal ¥ S T
lon eran manifestaciones de un soln
proceso patoligico,

En apoyo de csta postulacion, ellos
abservaron que en uno e los dos easos,

2N



la cortisonoterapia para la coliti= me-
jord también la lesidn bucal,

Este paralelismo parecié menos con-
vincente en este caso, a pesar de la pro-
longada observacion. El hecho de que
la uleeracion bueal habia precedido los
sintomas de colitis, persistiendo a pe-
sar de la mejoria de estos tltimos y se
demostrara que el virus del herpes sim-
H]:: fuera su agente causalivo, sugiere
que la implicacién intestinal pudiera
haber sido provecada y mantenida por
¢l mismo agente viral. El papel de la
infeccidn en la patogénesis del estado

SUMMARY

esta relpaldado también por la no afee-
tacion de la otra gemela. asi como por
el fracaso o hasta efecto nocive de la
salazopiring, en un tratamiento que por
regla zeneral hahia sido 1itil en la co-
litiz ulcerativa,

Una patogénesis de la habitual coli-
tis ulcerativa pudicra ser responsable de
la circunstancia de que la presencia
simultinea de uleeracion bueal v coli-
tis uleerativa, hava sido ohservada has-
ta ahora solamente en dos casos, lo que
corresponde al 0.03.0.07% de la inei-
dencia total registrada de la colitis ul
cerativa.,

Schuler, I)., et al. Hyperplastic wlcerative gingivitis and wleerative colitis in one of fdentical
tiins, Rev, Cub. Ped, 43: 3, 1971,

Simultaneous occurrence of stomal wleermtion and uleerative colitis in one of identical
female twins, aged 13 years is described. The probable etiological role of Herpes simplex
virus, isolated from the gingival exudate, is discussed, The twin sister of the patient has been
healthy throughout the 5 years for which the diseases has been followed up in the patient.

RESUME

Schuler, D., et al. Gingivite wleérative hyperplastique of colite aleérative chez une de deux
jumeauy idéntiques, Rev. Cub, Ped. 43: 3. 1971,

On déerit la présence simultanée d'vne vleération buecale et une colite ulecrative  ches
une de deux jumeaux idéntiques femelles, dgées 13 ans, On diseute le probable role étiolo.
gique du virus de Pherpes simple, i=olé dapris un ex=ndat gingivale, La soeur jumean de
la patiente a éait saine pendant les cing années oft on a suivie évolution de lo maladie
cher la patiente.

PESNE

Cw.::gg L., # mp . TmHeronAacTRaeckoll yauepaTueio:l TEHTABAT M yillepa
{g; XOMMT B ONHOM H3 JBYX HESHTIUHEX OMM3HLAX . Rev.Cub.Ped.4333,
OnzcHBaeThecA OFHOEDeNMeHHOH! NpRCycTBAA opankHoll yiuepauell n }'miLepam{g
HOll XO/mTa ¥ ONHOE M3 JE)X MISHTEUHID OMHSHUAX XeHckoToe popa 13 zet.
OdcympaeThCA Dpodaera STHONOTMHECKOTO pPOJA BMPYCA NMpOCTOTC Tepleca,
H30JMPOESHRO HCXODA OT THHTHDATHIM SKCYIATOM . SHELKaA cecTpa na-
IMEHKE OHAA SEODOBSR Ha 5 JIeT HA HOTODHES NDOJONEXEANECH SEOJEIME 38—
GoNeEanMA ¥y CGOJBHOTO .
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