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Wstep

STRESZCZENIE

Wgtobienie jelita jest czesto rozpoznawane u dzieci i mtodziezy, natomiast u dorostych wystepuje rzadko i nie daje
charakterystycznych objawéw. Niezaleznie od lokalizacji u wiekszosci dorostych wgtobienie jest nastgpstwem
obecnosci guza o réznej budowie histologicznej, wywodzacego sie z btony wewnetrznej jelita. W niniejszej pracy
przedstawiono przypadek wgtobienia odbytniczo-esiczego u dorostego na podtozu guza neuroendokrynnego.
Opisany przypadek jest wyjgtkowy z nastepujacych powoddéw: (1) guzy neuroendokrynne rzadko lokalizujg sig
w esiczo-odbytniczym odcinku jelita, (2) obraz kliniczny wgtobienia odbytniczo-esiczego sprawia trudnosci
diagnostyczne.

Stowa kluczowe: wgtobienie odbytnicze, wgtobienie, guz neuroendokrynny, leczenie chirurgiczne

ABSTRACT

Intestinal intussusception is a frequent paediatric pathology, but adult cases are rare and do not have a specific
presentation. In most cases adult intestinal intussusception, regardless of its localisation, is caused by an en-
doluminal tumour, which can be of multiple pathological types. We report a sigmoido-rectal intussusception in
an adult in whom an adenoneuroendocrine tumour was identified as the lead point. This case is unique for the
following reasons: (1) neuroendocrine tumours rarely involve the sigmoido-rectal segment of the gut, (2) clinical
presentation with a recto-sigmoidal intussusception presented a diagnostic challenge.

Key words: rectal intussusception, intussusception, neuroendocrine tumour, surgery

(TK), ktora cechuje si¢ doktadnoscia na poziomie 98%
[3] i wykazata obecno$¢ guza w 72% przypadkéw [3].

Wglobienie jelita jest rzadka przyczyna niedroz-
nosci przewodu pokarmowego u dorostych, dotyczy
bowiem 1-5% wszystkich przypadkéw niedroznosci
mechanicznych jelit [1]. Zubaidi i wsp. [2] wykazali, ze
86% wglobien u dorostych mialo podloze organiczne,
a 33% tych wglobieni byto wynikiem obecnosci guza
ztosliwego. Zwykle zdjecie rentgenowskie charak-
teryzuje si¢ niska swoistoScia, dlatego rozpoznanie
ustala si¢ na podstawie tomografii komputerowej

Objawem patognomicznym na zdjgciach TK jest obraz
Htarczy strzelniczej” (uwidocznienie w przekroju dwéch
naktadajacych si¢ na siebie warstw jelita) (ryc. 1).
W wigkszosci przypadkéw choroba podstawowa jest
nowotwor ztosliwy, dlatego standardowy sposob poste-
powania stanowi operacja zwiadowcza [4]. Dotychczas
w piSmiennictwie nie opublikowano przypadkéw guza
neuroendokrynnego powodujacego wglobienie odcinka
odbytniczo-esiczego.
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Calkowita roczng zachorowalnos¢ na guzy neuroen-
dokrynne w Stanach Zjednoczonych szacuje si¢ na 3,65
na 100 000 oséb [5]. Odsetek przezy¢ 5-letnich u chorych
z dobrze zréznicowanymi guzami neuroendokrynnymi
wynosi 67% [6], natomiast w przypadku guzéw mniej
zréznicowanych przezycie jest duzo krotsze (34 miesigce
w przypadku choroby zlokalizowanej i 5 miesigcy w przy-
padku wystapienia przerzutow odlegtych [7]). Guzy te
moga miec charakter guzéw wydzielajacych (gastrinoma,
guz somatostatynowy, insulinoma, guz wydzielajacy VIP)
lub niewydzielajacych. Czynno§¢ endokrynna guza moze
wplywad na rokowanie (np. insulinomy rozwijaja si¢ zwy-
kle bardzo wolno), jednak cechy biologiczne wigkszosci
funkcjonalnych guzéw neuroendokrynnych okresla si¢
na podstawie stopnia ztosliwosci histologicznej oraz
zaawansowania klinicznego guza. Leczeniem z wyboru
guzdw bez przerzutdw jest operacja chirurgiczna, ktéra
rzadko prowadzi do wyleczenia, dlatego czgsto stosuje
si¢ dodatkowo chemioterapi¢ uzupetniajaca (adiuwan-
towa) [8].

Opis przypadku
Wywiad

Autorzy przedstawiaja przypadek 53-letniego
mezcezyzny, wegetarianina, diagnozowanego z powodu
guza wypadajacego przez odbyt. Chory w ostatnim
roku schudl 15 kg (co stanowito 18% jego ogdlnej
masy ciata) i w ciagu ostatnich 9 miesi¢cy wystgpowaly
u niego biegunki o niewielkim nasileniu. W wywiadzie
stwierdzono ponadto cukrzyce typu 2 leczong insulina.
W badaniu przedmiotowym odnotowano kachektyczny
wyglad chorego i blado$¢, jednak bez dolegliwosci ze
strony jamy brzusznej. Badanie przezodbytnicze (per
rectum) wykazato hipotonicznos$¢ zwieracza odbytu
z 3-centymetrowym uszyputowanym guzem odbytnicy
wypadajacym przez odbyt z nastgpowym wglobieniem
odbytnicy. Nie stwierdzono miejscowego krwawienia czy
bolesnosci. Pozostate elementy badania przedmiotowe-
go nie wniosly nic do rozpoznania.

Wyniki badan laboratoryjnych i obrazowych

Na podstawie badan biochemicznych krwi wykazano
jedynie tagodna niedokrwisto$¢ mikrocytarna hipochro-
miczna, tagodna hipokaliemig¢ i hiperglikemi¢. Wyniki
zwyklego badania rentgenowskiego jamy brzusznej
ipluc oraz badania ultrasonograficznego jamy brzusznej
byly prawidlowe. W TK jamy brzusznej stwierdzono
obecno$¢ guza odbytnicy z cechami wgtobienia (ryc. 1).
Weglobienie nie bylo powiklane niedroznoscia jelita ani
niedokrwieniem, nie byto tez cech nacieku miejscowego
czy przerzutéw odlegltych. Wykonano kolonoskopig, wy-
kazujac obecnosc¢ guza esicy (25 cm od krawedzi odbytu).

Rycina 1. Zdjecia tomografii komputerowej opisanego chorego

pokazuja charakterystyczny objaw wgtobienia w postaci obrazu
Jtarczy strzelniczej”, a takze obecnos¢ guza w Swietle odbytnicy
(czarna strzatka)

Na podstawie oceny histologicznej wycinka pobranego
w czasie biopsji rozpoznano raka plaskonabtonkowego.

Leczenie

Biorac pod uwage ostabienie chorego, wykonano
przezodbytnicze wyci¢cie miejscowe guza z resekcja
pelnej grubosci §ciany odbytnicy i z zatozeniem szwu na
odbytnice. Recznie odprowadzono wglobienie. Przebieg
okresu okotooperacyjnego bezposrednio po zabiegu byt
wolny od powiktan, ale w 2. dobie po zabiegu doszto
do nawrotu wglobienia po defekacji. W 8. dobie po
operacji podjeto nieskuteczna probe odprowadzenia
wglobienia pod kontrola kolonoskopii (opdzniong ze
wzgledu na szew biegnacy przez cata grubos¢ odbytnicy).
Wykonano otwarta resekcj¢ odbytniczo-esicza (operacje
Hartmanna) (ryc. 2) z resekcja wglobionego odcinka
i wylonieniem kolostomii w lewym dole biodrowym.
Okres pooperacyjny przebiegt bez powiktan.

Ostateczne badanie histologiczne wykazato obecno$¢
guza o rozmiarach 6 X 4 cm o cechach stabo zréznico-
wanego guza neuroendokrynnego z obecnoscia duzych
komorek (ryc. 3), czgstymi mitozami (> 20/10 w polu pod
duzym powigkszeniem), z martwica, bez nacieku naczyn
chtonnych, z naciekiem pT2, bez zajecia weztdéw chtonnych
(na podstawie 17 badanych weztéw). Badanie immunobhi-
stochemiczne wykazato obecnos¢ synaptofizyny (ryc. 4),
ujemny wynik oznaczenia chromograniny, obecno$¢
nerwowej czasteczki adhezyjnej CD56 (NCAM, neural
cell adhesion molecule) w ponad 50% komorek, obecnos¢
czynnika transkrypcyjnego CDX2 (caudal-type homeobox
transcription factor 2), ujemny wynik oznaczenia tarczyco-
wego czynnika transkrypcyjnego-1 (TTF1, thyroid transcrip-
tion factor) 1 p53 oraz obecno$¢ Ki-67 w 35-40% komorek.

Ustalono rozpoznanie stabo zréznicowanego raka
neuroendokrynnego, a chory otrzymat 6 cykli chemio-
terapii z karboplatyna i etopozydem. W ciagu 6 miesigcy
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Rycina 2. Wynik badania srédoperacyjnego: wgtobienie
dystalnej czesci esicy (pusta strzatka) przez gorng czes¢
odbytnicy (petna strzatka)

Rycina 3. Barwienie hematoksyling i eozyng (powiekszenie
200 x) uwidacznia stabo zréznicowany guz neuroendokrynny
(czarne strzatki wskazujg komérki nowotworowe)

Rycina 4. Barwienie w kierunku synaptofizyny (powiekszenie

200 x) potwierdzajgce rozpoznanie guza neuroendokrynnego

obserwacji nie wykazano objawow nawrotu miejscowego
guza ani obecnosci przerzutéw odleglych.

Dyskusja

Lindor i wsp. wykazali, ze wigkszoS$¢ chorych
z wglobieniem jelita zglasza si¢ po porad¢ ambula-
toryjna (69%), a najczestsza dolegliwoscia sa bdle
brzucha (62%) [3]. Opisany chory zglosil si¢ z powodu
wypadajacego przez odbyt guza bez cech niedroznoSci
jelit. Ze wzgledu na towarzyszace zmniejszenie masy
ciala, ale takze z uwagi na objawy kliniczne wgtobienia
odbytniczo-esiczego podejrzewano guza o zloSliwym
charakterze. Wgtobienie odbytniczo-esicze wystepuje
ogélnie rzadko, najczesciej jednak na podiozu orga-
nicznym, przy czym nowotwor ztosliwy jest jedna z jego
czestszych przyczyn. Eisen i wsp. wykazali, ze w 80%
przypadkéw wetobienia jelita grubego przyczyna byt
nowotwor ztosliwy [9]. Z kolei Azar i wsp. stwierdzili,
ze 43% guz6éw neuroendokrynnych jelita grubego ma
charakter ztosliwy, a 57% tagodny [10]. Guz neuroen-
dokrynny rozpoznany u opisanego chorego nie byt do-
tychczas wskazywany jako przyczyna wspoétistniejacego
wglobienia jelita.

Guzy neuroendokrynne sa rzadkie i moga wy-
stgpowaé w przewodzie pokarmowym i uktadzie
oddechowym. Zachorowalno$¢ na guzy neuroendo-
krynne zotadka, jelit i trzustki oceniono na 5,25 na
100 000 osdb rocznie, przy czym niewielka ich liczba
lokalizuje si¢ w odbytnicy (zachorowalno$¢ na guzy
neuroendokrynne odbytnicy wynosi 0,86 na 100 000
0sob rocznie [11]). Najwicksza zachorowalno$¢ na
guzy neuroendokrynne odnotowuje si¢ wsroéd osob
w 5. dekadzie zycia, z niewielka przewaga mezczyzn
[7]. Funkcjonujace guzy neuroendokrynne moga
wydziela¢ insuling, gastryng, VIP lub somatostatyne,
przy czym w niektérych przypadkach moze si¢ to
wiazac z objawami klinicznymi. Dodatnie barwienie
w kierunku obecno$ci hormonéw w badaniu immu-
nohistochemicznym nie dowodzi czynnosci endokryn-
nej guza [11], a funkcjonalno$¢é nie jest czynnikiem
prognostycznym. W opisanym przypadku wykazano
obecno$¢ biegunki, hipokaliemii i hiperglikemii, co
moze odpowiadaé zespotowi Vernera-Morrisona
(nadmierne wydzielanie VIP). W opinii autoréw
przyczynami biegunki u przedstawionego chorego
byly niewydolno§¢ zwieracza odbytu i nietrzymanie
stolca, a nie mechanizm osmotyczno-wydzielniczy,
poza tym jej nasilenie byto niewielkie; hiperglikemia
natomiast mogta by¢ nastgpstwem niedostatecznie
kontrolowanej cukrzycy. Wigkszo$¢ guzéw wydzie-
lajacych VIP lokalizuje si¢ w trzustce (ponad 95%)
[12]. Mimo to w badaniu immunohistochemicznym nie
wykazano obecnos$ci zadnego hormonu w komérkach
guza. Wigkszos¢ guzéw neuroendokrynnych odbytnicy
zalicza si¢ do typu niewydzielajacych; PP, somato-
statyna i PYY sa najczesciej produktami podtypow
wydzielniczych [11].
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Dobrymi czynnikami rokowniczymi sa zaawanso-
wanie kliniczne choroby oraz stopiefi zréznicowania
nowotworu. Zgodnie z 7. edycja klasyfikacji TNM oraz
skali stopnia ztosliwosci WHO z 2010 roku u opisanego
chorego rozpoznano stabo zréznicowany guz neuroen-
dokrynny, pT2NOMO, stopief zto§liwosci G3. U 67%
chorych z rakami neuroendokrynnymi o wysokim stop-
niu zlo§liwosci juz w chwili rozpoznania stwierdza si¢
obecnos$¢ przerzutéw odleglych [13].

North American Neuroendocrine Society (NANETS)
[14] w odniesieniu do wigkszosci guzéw T1-T2 zaleca
resekcje chirurgiczng, a nastgpnie chemioterapig,
nawet przy ztym rokowaniu w przypadku rakéw neuro-
endokrynnych o wysokim stopniu ztosliwosci (Srednie
przezycie catkowite — 38 miesigcy) [15], zwlaszcza
zlokalizowanych w jelicie grubym (tylko 15% chorych
przezywa rok od rozpoznania [16]).

Podsumowanie

W pracy przedstawiono wyjatkowy przypadek
53-letniego chorego z bezobjawowym wglobieniem
odbytnicy z powodu guza neuroendokrynnego. Wegto-
bienie odbytnicy jest rzadkie u dorostych i nie powoduje
charakterystycznych objawéw. W tych przypadkach
lekarze musza by¢ czujni i pamigtad, ze ultrasonografia
czy zwykle zdjecie rentgenowskie rzadko umozliwiaja
rozpoznanie, ale moga wykaza¢ objawy niedroznoSci,
jesli jest obecna. Obrazy TK charakteryzuja si¢ wysoka
doktadnos$cia w tym rozpoznaniu i moga takze wskazaé
przyczyng wgltobienia, ktéra w przypadku jelita grubego
czesto stanowig nowotwory zto§liwe. Guzy neuroendo-
krynne sa rzadkie i zwykle niewydzielajace. Leczenie we
weczesnych stadiach obejmuje postgpowanie chirurgiczne
w skojarzeniu z chemioterapia. Rokowanie w przypadku
stabo zréznicowanych guzéw neuroendokrynnych o wy-
sokim stopniu zto§liwosci jest zle.

Autorzy deklarujg brak konfliktu interesow.
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