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CASO CLINICO

EL FENOMENO DE “SANGRADO”
EN UNA ENFERMA CON PURPURA PSICOGENA,
ESTIGMATIZACION O CROMHIDROSIS *

Javier Pizzuro, | § JorceE FERNANDEZ |
y Josi: GONZALEZ-LLAVEN §

Se presenta el caso poco comiin de uwna paciente de 21
afios de edad gue aparentemente sudaba sangre por varias
regiones del cunerpo en sitnaciones de sobreestimulo emo-
cional, no ligadas a aspectos religiosos y que por el am-
biente familiar “"mdgico” en gue vivia, su personalidad
histérica, la existencia de prodromos antes del sangrado y
la salida de liguido rojo a través de la piel intacta, lleva-
ron a plantear el diagndstico diferencial de ires entidades
extraordinariamente raras e insuficientemente estudiadas,
como son la pirpura piicégena, la estigmatizacicn y la
cromhbidrosis.

Se pudo llegar a la conclusidn de qne se tratd de erom-
bidrosis de color rofe, situacidn por demds rara, de la gue
hasta abora se ban comunicado tan sélo cunatro casos. Ade-
mds, por la observacicn, hecha por primera vez en la li-
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teratura, de que dicho sudor rojo provenia de glindulas
sudoriparas ecrinas, cabe postular la existencia de dos li-
pos de crombidrosis: wno por alteracion de las glandulas
apocrinas, que daria lugar a sndor de color negro, azul y
amarillo principalmente, y ofro por alteracion de las glin-

dulas ecrinas, gue produciria el sudor vajo.

El estudio de las enfermedades hemo-
rragicas en general ha experimentado un
gran desarrollo en los Gltimos afios, ya
que el descubrimiento de los nuevos fac-
tores de la coagulacién y scbre todo, de
los nuevos y més sensibles métodos para
su estudio, ha permitido reunir los recur-
s0s necesarios para considerar que en la
actualidad, cualquier padecimiento hemo-
rrigico debe ser identificado y que en la
mayoria de los casos también, éste pueda
ser suficientemente caracterizado.

En 1955, con el descubrimiento de
Gardner y Diamond * de la parpura por
antosensibilizacién eritrocitica, se dio un
gran avance en el estudio de las parpuras
llamadas no trombocitopénicas o vascu-
lares. En efecto, la inyeccion de gldbulos
rojos autdlogos, fue capaz de provocar,
en cuatro mujeres con historia de pirpu-
ra no trombocitopénica, la aparicion de
eritema, edema y zonas de equitmosis, todo
ello precedido de dolor, de intensidad
variable, localizado en el sitio de la in-
yeccién.

Posteriormente otros autores pudieron
demostrar que esta piirpura per autosen-
sibilizacion eritrocitica también podia ser
producida por otras sustancias como el
dcido desoxirribonucleico (ADN),? un
fosfolipido presente en el estroma del
eritrocito identificado con la fosfatedel-
serina,? la hemoglobina + y la proteina
purificada del bacilo tuberculoso no en-
vejecido o PPD.#
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La aparicidén de estos fendémenos he-
morrigicos por autosensibilizacién de tan
diversa etiologfa, estd caracterizada por
ocurrir Unicamente en mujeres habitual-
mente adultas, con equimosis de repeti-
cién, cuya apariciéon suele ir precedida,
horas antes, de sensaciones diversas como
prurito, piquetes o dolor, en la zona don-
de aparecen las equimosis. En 1962, Agle
y Ratnoff ¢ hicieron notar que en tres de
sus casos, este sindrome purpirico ocu-
rria en pacientes con antecedentes de gra-
ves trastornos emocionales, lo que los hizo
sospechar entonces y confirmar seis afos
mis tarde,” que los factores emocionales
pueden desempefiar un papel muy impor-
tante en el desarrollo de estos sintomas.
Esto lo basaron en lo observado en 44
pacientes que mostraban esta plrpura, ya
que la mayorfa eran mujeres histéricas
conversivas o con graves dificultades emo-
cionales como depresién, problemas se-
xuales visibles, hostilidad, masoquismo o
martirisino, ansiedad, histeria, labilidad
emocicnal, conducta obsesivo-compulsiva
o intentos suicidas. Anormalidades que
ya habfan sido observadas por otros au-
tores y que les hicieron sospechar muchos
afios antes, que en ciertos fendmenos
sangrantes, prevalecfa una relacién anor-
mal de la funcién del sistema nervioso
con un aumento de la permeabilidad
vascular para el paso de los eritroci-
tos.® 11 Asi lo menciond Mitchel ® en
1869, a propésito de cinco casos que mos-
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traron sangrado cutineo o equimosis des-
pués de presentar dolor intenso en ¢l mis-
mo sitio del sangrado, que él catalogd de
equimosis histéricas, y donde el sangrado
era habitualmente “incidental” y no “in-
capacitante”, pero con la caracteristica de
que se le podia inducir o hacerlo desapa-
recer per medio de la hipnosis.

En apoyo a lo anterior, Ratnoff y Agle ®
observaron que la aparicién o intensifi-
cacién de los sintomas en los 44 casos
estudiados por ellos, estaba en estrecha
relacion con la existencia de las alteracio-
nes emocionales mencionadas anterior-
mente. Estas observaciones llevaron a es-
tos autores a proponer la denominacidn
de plrpuras psicogenas, mds que por au-
tosensibilizacion, ya que los trastornos
emocionales podrian ser los responsables
de la produccién de las lesiones, aunque
a través de un mecanismo desconocido
para ellos.

Vale la pena mencionar que muchas de
las pacientes con pirpura psicdgena, o
por autosensibilizacion eritrocitica, habian
sido consideradas durante mucho tiem-
po, como portadoras de un padecimiento
enigmiético o no determinado. La mayo-
ria de los diagndsticos sospechados habian
sido eritema nodoso, reaccién alérgica,
paniculitis de Weber-Christian, parpura
hiperglobulinémica, amiloidosis, sindro-
me de Ehler-Danlos, lupus eritematoso
sistémico, vasculitis de la piel y del teji-
do subcutaneo de origen desconocido y
otros.

Sin embargo, la corta duracién y poca
gravedad del proceso, que no se asocia a
ningln otro padecimiento, la nula utili-
dad de dosis altas de corticosteroides y
antihistaminicos, la ausencia de fiebre y
nédulos subcutineos, asi como de necro-
sis grasa y atrofia subcutinea y la negati-
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vidad o normalidad siempre presente en
todas las pruebas de laboratorio practi-
cadas, como coagulacién, proteinas séri-
cas, sedimentacion globular, células L.E.
y anticuerpos antinucleares, han descarta-
do todos los diagnésticos previamente sos-
pechados.

Otros grupos de alteraciones hemorra-
gicas atn mds raras y sobre todo de
mecanismo ain menos cenocido, estd re-
presentado por algunos casos con estig-
matizaciones tanto religiosas como no re-
ligiosas, en donde también han aparecido
fenémenos hemorragicos, pero con carac-
teristicas distintas a las sefialadas previa-
mente,***" Es decir, aparicién de sangrado
cutdneo pero sin signos de inflamacién,
que es lo tipico de la parpura psicogena,
asi como la ausencia de infeccién o de
alguna ulceracién o destruccidn tisular,
que son las caracteristicas que no deben
existir en todas las heridas que hayan sido
consideradas como estigmas.*”

Se han descrito casos con estigmas en
todas las edades y en todas las situaciones
de la vida, con variaciones en su ntmero
y en su localizacién, Las mis com@nmente
observadas han sido: cicatrices, dolores
localizades, heridas y sangrados a través
de la piel. Estos estigmas aparecen en in-
tervalos regulares, y se han localizado en
diferentes sitios, como en las manos, en
los pies, en la cara anterior derecha del
térax, en zonas alrededor del corazon.

Hasta 1923, se habian descrito 300 ca-
sos de estigmatizaciones, de los cuales
tnicamente 41 habian sido en hombres.**
Diez afios més tarde se informd que ha-
bia un total de 321.° De todos estos casos
el mas recerdado y estudiade sin duda, es
el de Teresa Neumann,'® . #1-2* Desde el
punto de vista médico, Teresa Neumann
ha sido con mucho, el caso mis estudia-
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do y comentado, aunque por desgracia,
con estudios puramente descriptivos, tan-
to desde el punto de vista clinico como
psiquidtrico. Asi se cuenta con los tra-
bajos de Ewald,** de Klauder ™ y de otros
investigadores que pudieron comprobar,
en Teresa Neumann, la aparicién sin le-
sibn previa, de ligrimas de sangre que
se coagulaban al rodar y caer por la cara,
ast como la observacién con una lupa, de
Ia salida de sangre de las heridas desarro-
lladas espontineamente en las épccas en
que le aparecian los estigmas. La apari-
ci6n de este sangrado, por otra parte, tini-
camente ocurria en las zonas descritas y
sin sugerir un defecto sistemitico de la
coagulacion, sino més bien un fenémeno
puramente local.

En relacién con la estigmatizacién no
religiosa, uno de los casos mis conocidos
es el de Needles,* quien en 1943 infor-
mé de un sujeto varén de 31 afies de
edad, en quien dicha estigmatizacion ocu-
rri6 durante un curso de psicoandlisis,
apareciendo salida de sangre por los poros
de las manos en tres ocasiones durante
un periode de cinco meses. Cada uno de
estos episodios ocurria después de una
situacidn conflictiva, producida en cada
ocasién por sentimientos de culpa, por in-
tensificacién de un complejo de Edipo no
descubierto o por fantasias. Lifschultz
en 1957, describié otro caso de estigma-
tizacion ne religiosa en una mujer de 46
afios de edad, en la que aparecian espon-
tineamente tres arafios sangrantes en la
espalda cada vez que sabia que iba a ser
visitada por su padre, desapareciendo pos-
teriormente. Esto habia aparecido inicial-
mente a los 13 afios de edad, cuando su
padre la golped brutalmente y la arafié
en la espalda, dejéndole tres grandes ci-
catrices.
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La explicacién, hasta ahora, de estos
fenémenos tan complejos como son la
aparicién de los estigmas con o sin san-
grado, no se ha podide encontrar satisfac-
toria, a pesar de lo extenso y voluminoso
de la literatura que existe al respecto.
Esta, en resumen ha pretendido concretar
su explicacién, segin lo menciona Agle
y colaboradores,® a tres mecanismos: uno
de orden sobrenatural, otro de origen his-
térico y un tercero, inexistente o ficticio,
de ser producido artificialmente por el
paciente.

Finalmente debe mencionarse, que den-
tro de los casos cen sangrado cuténeo,
vale la pena considerar otra variedad de
extraordinaria rareza, pero mejor conoci-
da y méas ampliamente estudiada que las
dos entidades anteriores.®™* Esta es la
cromhidrosis o sudor coloreado, en donde
se incluye el de sangre, “blocdy sweat”
o sudor rojo **-** que por su aspecto po-
dria confundirse con verdadera sangre,

La cromhidrosis se conoce desde que
James Yonge** en 1709 describié por
primera vez en humanos, el caso de una
paciente de 16 afios de edad, al observar
que la cara de la enferma, cambiaba si-
bitamente de color blanco a negro por la
aparicién de sudor de ese color. La apa-
ricién de este fenémeno era precedida, al
igual que en la phrpura psicdgena, por
sintomas prodrémicos consistentes prin-
cipalmente en sensacién de calor en olea-
das sentidas poco tiempo antes. Esta des-
cripcién de Yonge ha sido universalmente
aceptada como la descripcion clasica de la
cromhidrosis. Hasta 1850 sélo se habian
descrito ocho casos con fendmenos seme-
jantes, pero a partir de entonces se des-
cribieron més siendo en esa época Le Roy
de Mericourt ** en Francia, uno de sus
més entusiastas investigadores y a quien
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se debe el primer avance importante en
el mejor cenocimiento de este fendmeno.
Asi, en 1869 se conocian 38 casos (34
en mujeres y cuatro en hombres ). Sin em-
bargo, desde entonces a la fecha, sélo se
han descrito unos cuantos mds, la mayo-
ria en forma aislada, excepto en los re-
cientes trabajos de Shelley y Hutley,®
que lograren reunir 12 casos, lo que re-
presenta la serie mis grande hasta ahora
conocida, y la mayor informacién que so-
bre cromhidrosis se ha publicado hasta la
fecha.

La cromhidrosis aparece predominante-
mente en mujeres en buen estado de sa-
lud; la edad de los pacientes ha oscilado
entre 15 y 57 afios, con una media de 22
afios. Se le chserva con mis frecuencia
en la cara, y de ella en los pirpados in-
feriores y rara vez en el resto del cuerpo,
como térax, abdomen y extremidades. En
la mayoria de los casos la coloracién ha
sido negra o muy oscura, luego azul, ama-
rilla y finalmente roja que es la mas rara.

Su aparicién suele ocurrir en cualquier
momento, inclusive durante el suefio y en
cualquier época del afio, aunque con ma-
yor frecuencia en el verano. Suele ser pre-
cedida por sensacién de prurito o de calor,
Los estimulos como la ira, la preocupa-
cién, la alegria, causan la secrecién, al
igual que la inyeccidn de sustancias como
la adrenalina. Ademés, tienen como ca-
ractetisticas que la piel subyacente siem-
pre es normal.

El liquide de secrecién se ha informa-
do que contiene carbén y hierro 2. #6-+
en algunos casos granulos de lipofusci-
na.”” Es soluble en 4cido e insoluble en
agua, alcohol y éter; su aspecto varfa de
ser espeso y semisélido a liquide delgado
y turbio. La cantidad excretada general-
mente es muy pequena y cuando se le ob-
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serva a 3 660 A en una limpara de luz
ultravioleta, exhibe fluorescencia de in-
tensidad variable segin su celor.

La explicacién que se¢ habia dado a
este fenémeno habia sido maltiple e in-
suficiente. En algunos casos se ha atri-
buido a factores externos como colorantes
0 a la presencia de bacterias cromogenas
en la piel o en el aire. Desde 1954, con
los trabajes de Shelley y Hurley,* ha
quedado satisfactoriamente explicado ¢l
fenémeno de la cromhidrosis, ya que es-
tos autores comprobaron plenamente por
estudios histoldgicos, histoquimicos y bio-
quimicos de las glindulas sudoriparas y
del sudor, que la cromhidrosis es debida
a una funcién anormal de algunas glin-
dulas apocrinas, por la secrecién de un
pigmento intracelular localizado en el ci-
toplasma de sus células tubulares. Demos-
traron que esta anormalidad consiste tan
sélo en un aumento de sus células secre-
toras normales y sobre todo, en un au-
mento de sus grinulos de pigmento; es
decir, que la ancrmalidad de las glandu-
las apocrinas cromhidréficas es puramente
cuantitativa. Demostraron también que el
color producido por la secrecién de esos
grinulos al exterior, o sea la coloracién
del sudor, no se debe a la presencia de
bacterias cemo se habia supueste, sino que
desde su origen intracelular, se debe a los
diferentes grados de oxidacién de la li-
pofuscina de los grinulos, que es el ma-
terial principal que los integra. De esta
manera, cuando el sudor contiene granu-
los de lipofuscina muy oxidada es de co-
lor negro y cuando es poco oxidada es
de color amarille. Colores como el verde
y el azul estin constituidos por grinulos
de lipofuscina de oxidacion intermedia.

La cromhidrosis de color rojo, es sin
duda la mds rara, pues desde 1882 que
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se describio el primer paciente hasta nues-
tros dias solamente se han publicado cua-
tro casos.*-4*

De las diversas explicaciones que se le
han dado a esta variedad de suder, que
se puede confundir con sangre, las mas
aceptadas han sido también que se trate
de un producte de las glindulas apocri-
nas en vista de las regiones en donde se le
ha encontrado: tres casos en la axila %
y el cuarto en Ia region perianal; ** que di-
chas glindulas apocrinas fueran anorma-
les o que la funcién nerviosa anormal de
cllas en algunos individuos fuera la res-
ponsable de la produccidn del pigmento.
A este respecto, Shelley y Hurley # han
negado que el sudor rojo exista como fal,
o por lo menos que sea producto de las
glindulas apocrinas, ya que en el grupo
de sus doce casos no encontraron ningiin
ejemplo con este color.

El motivo del presente trabajo es dar
a conocer un caso de una paciente de 21
anos de edad, en la que por presentar
sudor de color rojo en varias partes de
su cuerpo, se pensd en supuestos episo-
dios de sangrade. Ademis, por aparecer
a través de una piel intacta, fue menester
practicar una serie de estudios para po-
der diferenciarlo de otras entidades muy
raras también, como la plrpura psicogena
y la estigmatizacién, mixime que tenia
una personalidad histérica, vivia en un
ambiente familiar de “magia” y la apari-
cién de dichos fendmenos se veia prece-
dida de prédromos diversos.

Caso clinico

Paciente del sexo femenino de 21 afios
de edad, sin antecedentes familiares ni
personales de enfermedad hemorrigica, y
con higtoria de pertenecer a una fami-
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lia con caracteristicas muy peculiares. El
abuelo paterno habia sido “medium pro-
fesional”, la tia materna “vidente profe-
sional” y la madre, estaba recibiendo
tratamiento psicoterdpico por probable
psiconeurosis; ademds un primo de la pa-
ciente era muy aficionado a manipular la
“ouija” que también llegd a manejar Ia
paciente y con la que aseguraba haberse
comunicado con la abuela materna, a la
que habia logrado ver, inclusive en for-
ma humana.

Como antecedentes patoldgicos, hubo
asma bronquial hasta los 12 afios de edad
y antecedentes de sufrir “desmayos” con
los conflictos emocionales.

El padecimiente actual lo inicid en abril
de 1965, aparentemente al dia siguiente
de haber atravesado de rodillas todo el
atrio de la Basilica de Guadalupe, como
premesa si su padre salia bien de una
intervencién quirtirgica, y después de ha-
ber tenide un fuerte disgusto con él, que
la obligé ese dia a abandonar el hogar.

El padecimiento se caracterizd por la
aparicién de “sangrado” escaso y fugaz
en frente, palmas y rodillas. Dicho “san-
grado” no se relaciond a ningan trauma-
tismo o lesién cutinea previos, ni tampo-
co al periodo menstrual o a historia de
sangrado anormal como epistaxis, gin-
givorragias, equimosis o petequias. Ha-
bitualmente aparecia después de itress
emocional de cualquier indole e intensi-
dad y generalmente el sangrado era in-
mediatamente precedido de una sensacion
de calor y adormecimiento generalizado
en tedo el cuerpo. Unicamente le apare-
cid en esas tres regiones mencionadas
e indistintamente en una, en dos o en las
tres; las mis comunes fueron las rodillas,
a continuacién las manos y finalmente la
frente.
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El sangrado desaparecia rapidamente y
no dejaba ninguna lesién como equimosis
o petequias, ni tampoco producia ninguna
molestia; excepto la sensacidn de “debi-
lidad y mareo” transitorios. Hasta su in-
greso al hospital habia sangrade en forma
aislada y en unas cuantas ocasiones: abril
de 1965 y de 1966, y marzo, abril y no-
viembre de 1968. En todas, ¢l sangrado
fue en una sola ceasidén y con duracién
muy breve (menos de 3 minutos ), excep-
to en noviembre de 1968 que sangré du-
rante 8 dias y en enero de 1969, cuatro
ocasiones en un solo dia, que fue lo que
le hizo asistir al hospital.

En la exploracion fisica a su ingreso
(31-1-69), no se encontré ninguna anor-
malidad. Pesaba 43 Kg. (pese ideal de
50 Kg. y habitual de 47.5), talla de
1.58 m.; pulso 80/min., TA 95/70, tem-
peratura 36.5° C., 19 respiraciones por
minute y la prueba del terniquete resultd
negativa.

Los exdmenes de laboratorio y gabine-
te a su ingreso fueron todos normales o
negativos: la biometrfa hemdtica comple-
ta, la quimica sanguinea, las proteinas to-

1 Biopsia de piel de rodilla izquierda
sin anormalidades, mostrando \inicamen-
te glindulas ecrinas.
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tales, los anticuerpos antinucleares, las
células L.E., los copreparasitoscdpicos, la
biisqueda de sangre oculta en heces, el
factor reumatoide, las antiestreptolisinas,
la proteina C reactiva, la electroforesis e
inmunoclectroforesis de proteinas, la do-
sificacion de gonadotropinas coridnicas, el
andlisis general de orina, y el V.D.R.L.
Tgualmente fueron normales las radiogra-
ffas de crineo y de torax y un electroen-
cefalograma. Las pruebas de coagulacién
no mostraron ninguna anormalidad, tanto
en su sistema plaquetario como plasmdti-
o, y la respuesta fibrinolitica a la inyec-
cién de 500 pg. de adrenalina en solucidn
acuosa también fue normal. En vista de
las caracteristicas del padecimiento, se
tuvo especial cuidado en la prueba de la
autosensibilizacién eritrocitica que se uti-
liza para el diagnéstico de la parpura psi-
cogena, la que también fue normal.

Una biopsia de picl de Ia rodilla iz-
quierda practicada inicialmente (febrero
de 1969) fue normal y la blsqueda ex-
haustiva de sangre en la luz glandular y
en los conductos de excrecidn fue nega-
tiva (fig. 1).




2 (Arviba y centro) “Supuesto sangrade”. con
siptamas_prodrémiros. (Aiaajo) Después de lim-
piar la piel, no se observé ninguna lesién,
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En vista de la rareza del padecimiento
y ante la necesidad de comprobar la au-
tenticidad de la historia y de las caracte-
risticas del supuesto sangrado cutineo, la
paciente fue hospitalizada el 28 de febre-
ro de 1969. Desde su ingreso al servicio
de hospitalizacion, el manejo de la pa-
ciente fue muy dificil y laborioso por la
serie de problemas de conducta que llegd
a presentar. Esto obligd a trasladarla al
servicio de psiquiatria, el 3 de marzo de
1969, en donde permanecié hasta dos se-
manas antes de su muerte, el 7 de abril
del mismo afio.

Durante el tiempo que estuvo hospita-
lizada llegé a presentar cuatro episodios
de sangrado, todos muy escasos y fugaces
y todos relacionados a estados de tensidn.
Dos de ellos aparecieron después de estar
muy “nerviosa” por la gravedad de una
enferma vecina y el sangrado ocurrié sélo
en las palmas. Otro, a los poces dias de
estar recluida en el servicio de psiquiatria
y durante un estado que la paciente llamé
“muy especial”, aparentemente ligado a
problemas familiares. El altimo, después
de hacerle ver la importancia de presen-
ciar y fotografiar el episodio hemorrigi-
co, para comprobar su autenticidad y su
mecanismo de produccién. Dieciocho he-
ras antes de este Gltimo episedio y con
objeto de confirmar que la sangre pro-
venia de la paciente, se le inyectaron sus
propios eritrocitos marcados con *'Cr y su
plasma con 10 mC de *Fe. Este tltimo
episodio fue presenciado y cuidadosamen-
te observado por varios médicos y enfer-
meras y uno de los autores, ya que hubo
oportunidad de llegar a tiempo, pues la
enferma avisé previamente por sentir los
sintomas prodrémicos caracteristicos mi-
nutos antes, El sangrado fue muy escaso,
por ambas rodillas (ver fig. 2) de apa-
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ricién stbita y sin ningln olor caracte-
ristico; la opinién de una de las enferme-
ras que lo presencié desde su inicio lo ase-
mejaba a “gotitas de rocio” pero de color
rojo palido al principio y mds fuerte des-
pués, fue de muy breve duracién y tnico,
ya que luego de limpiar cuidadosamen-
te ambas regiones, el sangrado no con-
tinud.

Después de limpiar dicha sangre y re-
visar cuidadesamente ambas rodillas con
una lupa, no se observd ninguna lesion
cutdnea antigua ni reciente que pudiera
ser la causa de dicho fendémeno (fig, 2).
Se volvib a revisar horas y dias después
y en ningtn momento sc llegd a observar
ninguna evidencia de petequias ni ningin
signo de inflamacién, Igualmente, la re-
visién exhaustiva de otras zonas como po-
sibles fuentes de sangrado fue negativa,
inclusive a nivel de cavidades bucal, ge-
nital y anal. La radiactividad en la gasa
que se usd para la limpieza de la sangre
de dichas regicnes fue intensamente po-
sitiva y correspondio a radiaciones gamma
dadas Ginicamente por *Fe y no por “'Cr;
ademds, la reaccién del piramidén para
bisqueda de sangre oculta resulté posi-
tiva.

A los pocos minutos de este sangrado
se tomd una muestra de sangre venosa
para valorar la presencia de fibrinélisis
anormal; la cuenta y aglutinacion plaque-
taria, el tiempo de trombina, la dosifica-
cién de fibrinégeno y la lisis de euglo-
bulina, fueron normales o negativos.

Con objeto de aclarar la explicacién a
tal fenémeno, ya fuera éste por la exis-
tencia de un defecto estructural o funcio-
nal de la piel o por la presencia de co-
municaciones anormales entre los vasos y
las glindulas sudoriparas, se tomé otra
biopsia pero de la rodilla derecha, seis
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horas después del supuesto episodio de
sangrado, y s¢ incluyé en alcohol absoluto
para estudio histoquimico, autorradiogrd-
fico, de microscopia Optica y electronica
y para blsqueda de hemesiderina.

Fue normal el estudio histoquimico,
que incluyé las tinciones para fosfatasa
acida y alcalina, rojo olecso, dehidrogena-
sa lictica, hematoxilina-eosina y adenosin-
trifosfatasa. La basqueda de hemosiderina
también fue negativa y la autorradiogra-
fia mostrd la presencia de abundante
radiactividad distribuida en forma muy
irregular tanto en la dermis como en la
epidermis (fig. 3).

El estudio de microscopia éptica y elec-
trénica se hizo en forma comparativa,
analizando tanto la biopsia de la paciente,
como la tomada en la misma regién, a
dos voluntarias, mujeres jdvenes y de
complexién semejante a la de la enferma.
Este cstudf@ comparativo sirvié para po-
ner en evidencia y con mayor claridad,
las anormalidades observadas en la biop-
sia de la paciente, sobre todo cuando se
compararon las normales o testigo con la
anormal o de la enferma.

3 Autorradiografia en estudio histolégico de piel
de rodilla derecha, que muestra abundante radiac-
tividad distribuida en forma muy irregular, tanto
ep la dermis como en la epidermis.
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El estudio con el microscopico Sptico
fue igual al de la primera biopsia (figu-
ra 1), es decir, no se observaron anorma-
lidades ni se pudo encontrar tampoco
sangre en la luz glandular ni en los con-
ductos de excrecién a pesar de haberse
tevisado en numeroses cortes; por otra
parte tampoce hubo diferencias significa-
tivas con las biopsias testigo.

En cambio, con el microscopio electro-
nico si se observaron diferencias entre la
paciente y las biopsias de las dos mujeres
normales. Estas consistiercn bisicamente
en la ausencia, normal en esa regién, de
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4 Microscopia electrénica de piel
de rodilla derecha, que muestra en
las glindulas ecrinas (arriba) una
gran cantidad de material secretor
¥ (#bajo) muy abundante el name-
ro de grinulos de pigmento presen-
tes en el citoplasma de las células
claras y oscuras.

las glindulas sudotiparas apoctinas y en
la presencia de las ecrinas pero con alte-
raciones cuantitativas evidenciadas por la
existencia de una gran cantidad de ma-
terial secretor (fig. 4), asi como por lo
abundante de los grinulos de pigmento
de probable lipofuscina, presente en el
citoplasma de las células claras y oscuras
de dichas glandulas (fig. 4).

La paciente fallecié en forma shbita
dos semanas después de haberse dado de
alta del hespital, aparentemente por la
ingestidén intencionada de muchos com-
primidos de benzodiazepina e imipramina
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y después de haber tenido una conducta
agresiva y haber amenazado con suicidar-
se desde varios dias antes. No fue posible
conseguir el estudio necrépsico.

Comentario

De acuerdo al resultado de los diferentes
estudios de coagulacidn practicados a esta
enferma, se pudo facilmente concluir que
sus fendmenos de “sangrado’ no fueron
debidos a alteraciones de la coagulacién
en ninguno de sus tres principales siste-
mas ( plasmitico, plaquetario o vascular ),
ya que no sélo las pruebas de laboratorio
fueron normales, sino que tampoco se en-
contraron alteraciones morfolégicas ni his-
toquimicas en los fragmentos de tejido
analizados, que fueron tomados de los si-
tios en donde aparecid el fendmeno con
mis frecuencia. Ademas, en ningin mo-
mente llegaron a aparecer dichos fendme-
nos en los sitios o en la forma habitual
de presentacion de las llamadas discrasias
sangufneas, como serfan principalmente
en piel y mucosas, bajo la forma de pete-
quias o equimosis espontineas, o bien,
como sangrado anormal después de una
lesion traumitica o quirargica.

En relacién a las caracteristicas de di-
cho fendémeno, la serie de pruebas indi-
rectas realizadas a pesteriori permiten ha-
cer las signientes consideraciones: 1) Era
un fendmeno real, porque fue observado
por muchas personas desde antes de ini-
ciarse hasta su consumacion, momentc en
que fue fotografiado y porque lo ratifi-
can los estudios de autorradiografia, con
presencia de radiactividad en el liquido
de secrecion, 2) No se trataba de sangre
sino de sudor, porque si bien no se cuenta
con los estudios directes que lo confis-
maran, si se demostrd anormalidad en las
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glindulas sudoriparas (ver la fig. 4), asi
como ausencia de hemosidetina y de glé-
bulos rojos en la piel, a pesar de su bas-
queda exhaustiva en los diferentes cortes
histolégicos, mediante microscopio Optico
y ultramicroscopio. Ademds, por lo mos-
trado en la autorradiografia y por el he-
cho de que la radiactividad encontrada
en el liquido de secrecién fuera por *Fe,
con que se marcd el plasma, y no por
Cr, con lo que se marcaron los eritro-
citos, se cenfirma plenamente lo anterior.
Por otra parte, la positividad del pirami-
don y el color rojo de la secrecion, se pue-
den explicar tan sélo por la presencia de
hierro. La existencia de este metal en el
sudor ha sido informado per diversos au-
tores, quienes han llegado aun a precisar
que su excrecién normal por esta via
puede ser de 2 a 37 ug. por ciento por
dia.*s*+* Ademas, los autores encontraron
eliminacién de *Fe por sudor en un es-
tudio realizado en 8 pacientes con anemia
apldsica, a quienes se inyecté “Fe para
estudio de cinética de hierro. El sudor se
colecté durante dos horas en una bolsa de
polietileno del brazo de cada enfermo.
Los resultados muestran de que por lo
menos, en cinco de los ocho estudiados
habia hierro radiactivo.

A mayor abundamiento, también se ha
descrito la cromhidrosis en animales como
los antilopes que sudan de color azul, las
gacelas negro y los hipopdtamos y los
canguros, de color rejo.***° Desafortuna-
damente, parece no contarse en estos ca-
sos con estudio histolégico, que confirme
de qué tipo de glindula proviene dicho
sudor, sobre tode el de coler rojo.

Con respecto al mecanismo de produc-
cién del sudor rojo y tomando en consi-
deracién la experiencia de los expertos en
cromhidrosis, se puede suponer, que tam-
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bién este caso se trate de una anormalidad
cuantitativa de las glindulas sudoriparas,
semejante a lo observado por Shelley y
Hurley ** en las glindulas apocrinas, en
vista de la presencia de la gran cantidad
de material secretor en las glindulas sudo-
riparas de la enferma, estudiada asi como
por lo abundante de los granulos de pig-
mento presentes en el citoplasma de las
células claras y oscuras de dichas glin-
dulas (fig. 4). Ahora bien, en relacién
al hecho de que estos mismos autores
hayan negade la existencia del sudor de
color rojo,*: # por no haberlo encontrado
en ninguno de sus casos, y porque sélo
se habia descrito anteriormente en una
forma muy superficial, es posible que con
este caso, se pueda no sélo explicar esta
supuesta discrepancia, sino también esta-
blecer definitivamente la existencia del
sudor de color rojo, ya que la cromhidro-
sis de todos los colores, excepto la del
color rojo, sefiala su alteracién tinicamen-
te en las glindulas sudoriparas apocrinas,
y en el presente caso se encontrd en las
glandulas ecrinas, caracteristica hasta aho-
ra no descrita. Por tanto es posible que
este diferente origen, de apocrinas a ecri-
nas, explique también la diferencia en el
color.

Tomando en ccnsideracién la persona-
lidad de la paciente, el ambiente migico
en que vivia, la salida de esa supuesta
sangre a través de una piel subyacente
intacta, cabe mencionar someramente las
dos entidades con las cuales se tuvo que
diferenciar este caso, por lo menos ini-
cialmente: la prpura psicégena o por au-
tosensibilizacion eritrocitica 11 y la estig-
matizacién.!#-**

En relacion a la plrpura psicégena, el
diagnéstico diferencial en este caso es
evidente, pues aunque presentaba un cua-
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dro de supuesto sangrado que era prece-
dido por sintomas caracteristicos que po-
drian apoyar este diagndstico, la enferma
no tenfa antecedentes de pirpura propia-
mente dicha, ya que nunca llegé a pre-
sentar equimosis o petequias, ni tampoco,
los supuestos fendmenes de sangrado lle-
garon a presentar las lesiones tipicas de
dolor e inflamacién, que son una condi-
cion esencial de la parpura psicégena."!
Vale la pena mencionar que uno de los
casos con phrpura psicogena estudiado
por Ratnoff y Agle? llegd a presentar
sangrade espontineo en una pierna y a
través de una piel intacta, en una exten-
sién semejante a la de una moneda de un
délar norteamericanc; sin embargo, dicha
enferma también tenfa historia de parpu-
ra de repeticién, con las lesiones caracte-
risticas de la parpura psicégena.

Finalmente, por las alteraciones psi-
quidtricas de la paciente (fue considerada
como histérica por el servicio de psiquia-
tria del hospital) y por la posibilidad de
existir cierto misticismo "no religioso”
relacionade con el ambiente familiar de
“magia’ en que vivia, habria cabido la
posibilidad de sangrado por estigmatiza-
cién. 8in embargo, tanto por el hecho de
no tratarse de sangre, como también por-
que los supuestos fenémenos de sangrado
ocurrian después de situaciones tanto con-
flictivas como no conflictivas, como la
del dltimo episodio, y no durante ellos,
como se ha descrito en la mayoria de los
casos de estigmatizacién, descartan esta al-
tima posibilidad. A este respecto se pudo
comprobar, por lo menos en el altimo
episodic, que la paciente se encontraba
muy contenta y probablemente satisfecha
de tal acontecimiento, porque decia ella
que “habia demostrado que no era una
simuladera’’.

JAVIER PIZZUTO Y COL,
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