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Streszczenie

Najczestsza przyczyna wystapienia przetoki odbytu jest zapalenie krypty odbytowe;.
Do innych przyczyn powstania przetoki naleza: choroba Le$niowskiego-Crohna,
uraz (réwniez jatrogenny), ciato obce, przyczyny kazuistyczne - gruzlica, promienica
iinne. Autorzy przedstawili przypadek pacjentki nieskutecznie leczonej zachowawczo
i operacyjnie z powodu nawrotowej przetoki odbytu, ktorej przyczyna byta wrodzona
zaodbytnicza torbiel naskdrkowa. Torbiel naskérkowa o lokalizacji pozaskoérnej jest
rzadka patologia i stanowi zaburzenie rozwojowe. Powstaje w zyciu zarodkowym
- pomiedzy 4. a 8. tygodniem zycia ptodowego - na skutek zaburzen rozwoju ektoder-
my. Postepowaniem terapeutycznym z wyboru w przypadku objawowej torbieli na-
skorkowej okolicy zaodbytniczej jest wyciecie zmian w catosci poprzedzone doktadng
diagnostyka obrazowg (ultrasonografia transrektalna lub rezonans magnetyczny).
W przedstawionym przypadku po wykonaniu diagnostyki obrazowej pacjentka byta
operowana - wycieto w cato$ci kanat przetoki wraz z gronem drobnych torbieli.
W trakcie operacji nie stwierdzono zwiazku zmian z odbytnica i zwieraczami. Loze
pooperacyjna siegajacg powyzej zwieraczy odbytu pozostawiono do gojenia per se-
cundam. Pacjentka zostata wypisana do domu w 3. dobie pooperacyjnej. Po uptywie
12 tygodni rana ulegta zagojeniu.

Whioski. W przypadku nawrotowej przetoki odbytu i nietypowego przebiegu choro-
by nalezy bra¢ pod uwage pozakryptowa etiologie przetoki i zawsze wykonac szcze-
gbétowaq diagnostyke przedoperacyjna mogacg ustali¢ przyczyne przetoki i wskazac
wlasciwg droge terapeutyczna.

Summary

Inflammation of the anal crypt is the most common cause of anal fistula. Other causes
of anal fistula include Crohn’s disease, injury (including iatrogenic), a foreign body
and casuistic causes, such as tuberculosis, actinomycosis, etc. We present a case of
a patient receiving unsuccessful conservative and surgical treatment due to recur-
rent anal fistula caused by a congenital retrorectal epidermoid cyst. Extracutaneous
epidermoid cystis a rare pathology and a congenital defect. It develops between 4 and
8 weeks’ gestation due to impaired ectodermal development. A complete resection
of the lesion following an accurate imaging diagnosis (transrectal ultrasonography
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or magnetic resonance) is the treatment of choice in symptomatic retrorectal epider-
moid cyst. In the presented case, the patient underwent, following a diagnostic pro-
cess, a surgery involving a complete resection of the fistula tract along with a group
of small cysts. During the surgery, no connection was found between the lesions and
the anus or the anal sphincters. The postoperative site extending above the anal
sphincters was allowed to heal by secondary intention. The patient was discharged

home on day 3 post surgery. The wound healed after 12 weeks.

Conclusions. Aetiology other than the anal crypt should be considered and an ac-
curate preoperative diagnosis aimed to determine the cause of fistula and choose
appropriate therapeutic management should be established in the case of recurrent

anal fistula and atypical course of disease.

WSTEP

Najczestszg przyczyna wystapienia przetoki odbytu jest
zapalenie krypty odbytowej. Do innych przyczyn powstania
przetoki naleza: choroba Lesniowskiego-Crohna, uraz (row-
niez jatrogenny), ciato obce, przyczyny kazuistyczne — gruz-
lica, promienicaiinne.

Torbiele naskorkowe w okolicy okotoodbytniczej sa rzadka
wrodzong patologig, z requty bezobjawowa, najczesciej wykry-
wang przypadkowo w trakcie badan obrazowych wykonywa-
nych zinnego powodu. W artykule przedstawiono przypadek
pacjentki nieskutecznie leczonej zachowawczo i operacyjnie
z powodu nawrotowej przetoki odbytu, a przyczyna dolegli-
wosci byta wrodzona zaodbytnicza torbiel naskorkowa.

OPIS PRZYPADKU

Trzydziestotrzyletnia pacjentka zgtosita sie do proktologa
z podejrzeniem tylnej przetoki odbytu. Gtéwna dolegliwos¢
to wyciek tresci ropnej z ujscia zewnetrznego znajdujgcego
sie w linii posrodkowej ciata ok. 1,5 cm do tytu od odbytu.
Dolegliwosci wystepowaty od wielu lat i byty nieskutecznie
leczone zachowawczo. Podczas ,przytykania sie” otworu
zewnetrznego okresowo wystepowaty takze stany podgo-
raczkowe oraz bdl i zaczerwienienie skéry w okolicy odbytu.
Kilkukrotnie u pacjentki rozpoznawano ropien odbytu, ktory
nacinano i drenowano chirurgicznie.

Po zgtoszeniu sie pacjentki do Warszawskiego Osrodka
Proktologii wykonano przezodbytnicze badanie ultrasonogra-
ficzne, ktdre wykazato obecnosc konglomeratu drobnych (do
5 mm Srednicy) torbieli potozonych do tytu od odbytnicy.
Zmiany rozciggaty sie na dtugosci 22 mm i koficzyty sie niepra-
widtowym waskim kanatem posiadajgcym ujscie zewnetrzne
na skorze w linii posrodkowej ciata. Nie uwidoczniono ujscia
wewnetrznego w obrebie kanatu odbytu i odbytnicy. Uwage
zwracat ubytek 1/4 obwodu tylnego miesnia zwieracza ze-
wnetrznego odbytu oraz zatarcie echogenicznosci lewej gatezi
miesnia tonowo-odbytniczego, co korelowato z ostabionym
trzymaniem gazow i stolca. Dodatkowo wykonano kolono-
skopie, ktora w obrebie catego jelita grubego nie wykazata
zadnych patologii.

Postawiono wstepne rozpoznanie tylnej miedzyzwieraczo-
wej przetoki odbytu o nietypowym obrazie. Zaproponowano
chorej leczenie chirurgiczne, na ktore pacjentka nie wyrazita
zgody z powodu planowanego wyjazdu zagranicznego.

INTRODUCTION

Inflammation of the anal crypt is the most common
cause of anal fistula. Other causes of anal fistula include
Crohn’s disease, injury (including iatrogenic), a foreign
body and casuistic causes, such as tuberculosis, actino-
mycosis, etc.

Perirectal epidermoid cysts are a rare congenital pathol-
ogy, usually asymptomatic and in most cases detected acci-
dentally during imaging scans performed for other reasons.
The article presents a case of a patient receiving unsuccessful
conservative and surgical treatment due to recurrent anal
fistula caused by a congenital retrorectal epidermoid cyst.

A CASE REPORT

A 33-year-old women presented in a proctology clinic with
suspected posterior anal fistula. Main symptoms included
purulent drainage from the external opening located in the
midline, about 1.5 cm posteriorly of the anus. The symptoms
persisted for many years and were conservatively treated with
no success. Periodical blockage of the external opening was
accompanied by slightly raised temperature and pain as well
as redness of the skin in the perianal region. The patient was
repeatedly diagnosed with anal abscess, which was surgically
incised and drained.

The patient presented in the Warsaw Proctology Centre,
where transrectal ultrasound was performed, revealing
the presence of a conglomerate of small (up to 5 mm in
diameter) cysts located posteriorly of the anus. The lesions
extended over a length of 22 mm and ended with a patho-
logical, narrow canal with an external cutaneous opening in
the midline. No internal opening in the anal canal or rectum
was identified. A loss of the 1/4 of the external anal sphincter
circumference and blurred echogenicity of the left branch of
the puborectalis muscle were noticeable and correlated with
decreased faecal and gas continence. Colonoscopy was ad-
ditionally performed, but revealed no pathology throughout
the colon.

A preliminary diagnosis of posterior intersphincteric anal
fistula with atypical picture was established. The patient
was offered surgical treatment, which she rejected due to
a planned trip abroad. She again presented in the Warsaw
Proctology Centre after 3 months. During this period, the pa-
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Po raz wtdry chora zgtosita sie do Warszawskiego Osrodka
Proktologii po uptywie 3 miesiecy. W tym okresie chora byta
operowana w Wielkiej Brytanii z powodu kolejnego nawrotu
stanu zapalnego. Wykonano drenaz przetoki odbytu metoda
Hipokratesa.

W wykonanym ponownie przezodbytniczym badaniu
ultrasonograficznym stwierdzono taki sam obraz zmian tor-
bielowatych jak w badaniu poprzednim. Dodatkowo opisano
obecnosc ujscia wewnetrznego (prawdopodobnie pochodze-
nia jatrogennego) w potowie dtugosci kanatu odbytu, ponize;
dolnej granicy zmian torbielowatych, ktorych gorna granica
znajdowata sie ok. 1 cm powyzej zwieraczy. Przez oba ujscia
i kanat przeprowadzona byta nitka. Zastosowane leczenie spo-
wodowato utatwiony drenaz tresci ropnej, ustapienie ostrego
stanu zapalnego i normalizacje echogenicznosci lewej gatezi
miesnia tonowo-odbytniczego.

Rowniez i tym razem pacjentka nie wyrazita zgody na
proponowane leczenie z powodu zbyt krétkiego pobytu.
Po powrocie do Wielkiej Brytanii u pacjentki wystapit ropien,
ktdry nacieto - podczas zabiegu usunieto tez nitke, ktéra
w tym przypadku nie spetniata roli drenujace;.

Po wygojeniu stanu zapalnego pacjentka po raz trzeci zgto-
sita sie do Warszawskiego OSrodka Proktologii, tym razem
celem leczenia operacyjnego. Obraz ultrasonograficzny zmian
zaodbytniczych bytidentyczny jak w pierwszym badaniu, jatro-
genne ujscie wewnetrzne zagoito sie, nie stwierdzono nowych
nieprawidtowych zbiornikdw. Uszkodzenie migsnia zwieracza
zewnetrznego odbytu potwierdzono w badaniu sfinkterome-
trycznym, ktore wykazato istotne obnizenie zarowno napiecia
spoczynkowego, jak i maksymalnego skurczowego.

Chora byfa operowana w pozycji ginekologicznej z dostepu
kroczowego. W trakcie zabiegu operacyjnego do ujscia ze-
wnetrznego podano btekit metylenowy celem wybarwienia
kanatu przetoki i wszystkich torbieli. Nie stwierdzono ujscia
wewnetrznego kanatu. Wypreparowano i wycieto w catosci
kanat wraz z gronem torbielek. Nie stwierdzono zwigzku
zmian z odbytnicg i zwieraczami. Rane pooperacyjn3 siega-
jaca powyzej zwieraczy odbytu pozostawiono do gojenia per
secundam. Pacjentka zostata wypisana do domu w 3. dobie
pooperacyjnej. Po uptywie 12 tygodni rana ulegta zagojeniu.

Usuniete tkanki przestano do badania histopatologiczne-
go. W ocenie makroskopowej usuniety fragment tkankowy
zawierat kanat o Srednicy okoto 1 mm prowadzacy od ujscia
na skdrze do konglomeratu torbielek (o srednicy do 5 mm)
zawierajacych na przekroju miekka biata tres¢. W ocenie mi-
kroskopowej obraz byt typowy dla torbieli naskorkowej (fac.
cystis epidermoidales).

DYSKUSJA

Torbiel naskdrkowa (czyli kaszak) jest czestg patologig
wystepujacg w obrebie skory twarzy, klatki piersiowej lub
plecow. Powstaje najczesciej w wyniku zaczopowania ujscia
mieszka wtosowego lub gruczotu tojowego, co powoduje re-
tencje sebum i zrogowaciatego naskorka. Powstaje wowczas
Srodskorny guzek o budowie torbieli, ktory stanowi defekt
kosmetyczny i pozostaje w kregu zainteresowania kosmeto-
logow, dermatologdéw lub rzadziej chirurgdw.
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tient underwent a surgery in the UK due to another recurrence
of inflammation. Anal fistula drainage using the Hippocrates
technique was also performed.

Another transrectal ultrasound revealed the same picture
of cystic lesions as previously. Additionally, an external open-
ing (probably of iatrogenic origin) was found in the middle of
the anal canal, below the border of the cystic lesions whose
upper border was located about 1 cm above the anal sphinc-
ters. A thread was placed through both openings and the
canal. The implemented treatment resulted in a facilitated
drainage of purulent contents, resolution of acute inflam-
mation and normalised echogenicity of the left branch of the
puborectalis muscle.

Also this time the patient did not consent to the proposed
treatment due to her short stay. After returning to the UK,
the patient developed an abscess, which was incised. The
thread, which in this case did not serve as a drainage, was
also removed.

Once the inflammation healed, the patient for the third
time presented in the Warsaw Proctology Centre, but this
time for surgical treatment. The ultrasound picture of the ret-
rorectal lesions was the same as in the first examination, the
external iatrogenic opening was healed, and no new patho-
logical reservoirs were found. The damage to the external anal
sphincter was confirmed in a sphinctometric examination,
which showed significantly reduced resting and maximum
contractile tension.

The surgery was performed in the patient in a gynaeco-
logical position using the perineal access. During the pro-
cedure, methylene blue was administered via the external
opening to stain the fistula tract and all cysts. No external
opening of the tract was found. A complete isolation and
resection of the fistula tract along with the conglomerate
of cysts were performed. No connection was found between
the lesions and the rectum or the anal sphincters. The post-
operative wound extending above the anal sphincters was
allowed to heal by secondary intention. The patient was
discharged home on day 3 post surgery. The wound healed
after 12 weeks.

The removed tissues were sent for histopathologi-
cal examination. Macroscopic evaluation of the removed
tissue fragment revealed fistula tract 1 mm in diameter
extending from the opening in the skin to the conglomer-
ate of cysts (up to 5 mm in diameter) with white soft con-
tests (cross-section). The microscopic picture was typical
of an epidermoid cyst.

DISCUSSION

An epidermoid cyst (atheroma) is a common pathology
found on the skin of the face, chest or back. It usually develops
as aresult of plugged hair follicle or sebaceous gland, leading
to sebum and keratinised epidermis retention. As a result,
an intradermal cystic nodule is formed, which is a cosmetic
defect of interest to cosmetologists, dermatologists and, less
commonly, surgeons.
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Torbiel naskdrkowa o lokalizacji pozaskoérnej jest rzadka
patologig i stanowi zaburzenie rozwojowe. Powstaje ona
w zyciu zarodkowym, pomiedzy 4. a 8. tygodniem zycia pto-
dowego, na skutek zaburzen rozwoju ektodermy.

Budowa histopatologiczna torbieli naskérkowej o loka-
lizacji pozaskornej jest bardzo prosta. Jej Sciany wystane s
nabtonkiem wielowarstwowym ptaskim rogowaciejgcym,
a zawartos¢ stanowia ztuszczony naskdrek, keratyna, ztogi
cholesterolu oraz ptyn.

Torbiele i guzy okolicy przedkrzyzowej sg rzadka patologia
u dorostych. Wedtug klasyfikacji Uhliga i Johnsona dzielg sie
one na: wrodzone, neurogenne, kostne, zapalne i mieszane (1).
Najczestsze sg zmiany wrodzone stanowigce ok. 66% wszyst-
kich przypadkow. Wsrdd zmian torbielowatych najczestsza
jest torbiel skorzasta. Torbiel naskérkowa wystepuje rzadziej.
Obie zmiany sg tagodne i nie majg cech metaplazji.

Torbiele naskorkowe w okolicy przedkrzyzowej czesciej wy-
stepuja u kobiet (2). Ocenia sig, ze u 26-50% pacjentow istniejace
zmiany sg bezobjawowe (3). Symptomy pojawiaja sie, gdy torbiel
osigga znaczne rozmiary i zaczyna uciskac odbytnice, okoliczne
nerwy lub nawet pecherz moczowy. Innym powodem wystapie-
nia dolegliwosci jest zakazenie torbieli, co wymaga réznicowania
zropniem okotoodbytniczym lub przetoka odbytu. Do najczest-
szych objawow naleza: bol i dyskomfort w odbycie i okolicy
przyodbytowej, przewlekte zaparcia, krwawienia, otdwkowate
stolce, inkontynencja oraz uczucie rozpierania w okolicy kosci
krzyzowej, zaburzenia oddawania moczu (4, 5).

Niewtasciwe rozpoznanie, brak wykonania diagnostyki
obrazowej, pospiech i postepowanie rutynowe powoduja, ze
wdrozone postepowanie jest wytacznie objawowe i nie daje
pacjentowi szansy na trwate wyleczenie. Postepowaniem z wy-
boru w wypadku torbieli naskdrkowej okolicy zaodbytniczej jest
wyciecie zmian w catosci, poprzedzone doktadna diagnostyka
obrazowa - ultrasonografig transrektalng lub rezonansem
magnetycznym (6). W wypadku wystgpienia rozlegtego stanu
zapalnego z procesem ropnym (takze obejmujgcym zwieracze)
nalezy rozwazy¢ leczenie dwuetapowe - najpierw drenaz rop-
nia, pdzniej wyciecie zmian resztkowych w catosci.

Nietypowe zmiany (zwtaszcza guzowate) w okolicy odbytu
zawsze wymagajg roznicowania z chorobg nowotworowa.
Wykonywanie biopsji guzdw okolicy przedkrzyzowej jest dysku-
syjne.W wypadku zmian niewielkich i dobrze odgraniczonych od
okolicznych tkanek mozliwe jest wyciecie zmiany w catosci jako
tzw. biopsji wycinajacej. Nie nalezy podejmowac prob leczenia
chirurgicznego, jesli nie jest mozliwe usuniecie zmian w catosci
lub obecny jest naciek (zapalny? nowotworowy?) na okoliczne
tkanki (zwieracze, odbytnice, kosci). W takich przypadkach
mozna rozwazy¢ wykonanie biopsji pomimo wysokiego ryzyka
infekgji lub rozsiewu nowotworowego (7). Dostep operacyjny
uzalezniony jest od lokalizacji torbieli naskdrkowej. Dostep
kroczowy tylny jest zalecany w wypadku zmian potozonych
nisko (ponizej S3-S4) oraz w przypadku torbieli zakazonej (8, 9).
W przypadku zmian o wyzszej lokalizacji konieczne moze by¢
zastosowanie dostepu przedniego przez laparotomie (10).

Usunieta w catosci torbiel naskorkowa nie wymaga zadne-
go leczenia uzupetniajacego.

Extracutaneous epidermoid cyst is a rare congenital
pathology. It develops between 4 and 8 weeks’ gestation
due to impaired ectodermal development.

The histopathological structure of an extracutaneous
epidermoid cyst is very simple. Its walls are lined with
squamous stratified epithelium and the cyst contains ex-
foliated epidermis, keratin, cholesterol deposits and some
fluid.

Presacral epidermoid cysts and tumours are a rare pathol-
ogy in adults. According to Uhlig and Johnson's classification,
these cysts can be categorised as congenital, neurogenic, os-
seous, inflammatory and mixed (1). Congenital cysts are most
common and account for about 66% of all cases. Dermoid
cyst is the most common cystic lesion. Epidermoid cysts are
less common. Both these lesions are benign and exhibit no
features of metaplasia.

Presacral epidermoid cysts are more common in fe-
males (2). It is estimated that 26-50% of patients are as-
ymptomatic (3). Symptoms occur when the cyst reaches
a considerable size and begins to compress the rectum,
surrounding nerves or even the urinary bladder. An infected
cyst, which should be differentiated from perianal abscess or
anal fistula, is another cause of symptoms. The most common
manifestations include pain, anal and perirectal discomfort,
chronic constipation, bleeding, pencil-thin stools, inconti-
nence, a sensation of distension in the sacral region as well
as impaired urination (4, 5).

As a result of misdiagnosis, the lack of imaging diagnosis,
haste and routine the therapeutic management is limited to
symptomatic treatment, which cannot ensure a permanent
cure. A complete excision of the lesion following an accurate
imaging diagnosis (transrectal ultrasonography or magnetic
resonance) is the treatment of choice in retrorectal epider-
moid cyst (6). In the case of extensive purulent inflamma-
tion (also involving the anal sphincters), a two-stage therapy,
i.e. abscess drainage followed by resection of residual lesions,
should be considered.

Atypical lesions (nodular lesions in particular) in the
anal region should be always differentiated from neo-
plasms. Biopsy of presacral nodules is debatable. A total
excision (excisional biopsy) can be performed in the case
of smaller lesions which are well-delineated from the
surrounding tissues. Surgical treatment should not be at-
tempted if a total excision isimpossible or the surrounding
tissues (sphincters, rectum, bones) are infiltrated (inflam-
matory infiltration/tumour invasion?). In such cases, biopsy
can be considered despite the high risk of infection or
tumour spread (7). Surgical access depends on the location
of the epidermoid cyst. Posterior perineal access is recom-
mended in low-seated lesions (below 53-S4) and infected
cysts (8, 9). Higher-seated lesions may require laparotomy
via the anterior access (10).

No adjuvant therapy is needed after a total excision of an
epidermoid cyst.
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WNIOSKI

W przypadku nawrotowej przetoki odbytu i nietypowego
przebiegu choroby nalezy bra¢ pod uwage pozakryptowa
etiologie przetoki i zawsze wykonac szczegdtowa diagnostyke
obrazowa przed operacjg mogaca ustali¢ przyczyne przetoki
i wskazad wtasciwa droge terapeutyczna.
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CONCLUSIONS

Aetiology other than the anal crypt should be considered
and an accurate preoperative diagnosis aimed to determine
the cause of fistula and choose appropriate therapeutic man-
agement should be established in the case of recurrent anal
fistula and atypical course of disease.
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