
    

641
Srp Arh Celok Lek. 2012 Sep-Oct;140(9-10):641-643 DOI: 10.2298/SARH1210641M

ПРИКАЗ БОЛЕСНИКА / CASE REPORT UDC: 616.341-008.1 ; 616.127 

INTRODUCTION

Celiacdiseaseisaninflammatorycondition
of thesmall intestinalmucosa inducedby
glutenconsumptioningeneticallysusceptible
individuals,leadingtoaspectrumofgastro
intestinalpresentation.Itisoneofthemost
commongenetically transmitteddisorders
reachingtheprevalenceof1%inoverallpop
ulation.Anumberofautoimmuneandother
disordersarehighlyassociatedwithceliacdis
ease.Theseincludeautoimmunethyroiddis
ease,Down’ssyndrome,type1diabetesmel
litus,dermatitisherpetiformis,IgAselective
deficit,primarybiliarycirrhosis,sclerosing
cholangitisandepilepsywithcerebralcalci
fications.Cardiomyopathyassociatedwith
celiacdiseasehasbeenrarelyreportedinthe
literature.

Wepresentacaseof27yearoldmalein
whomdilatedcardiomyopathyoccurredsimul
taneouslywithtypicalceliacdisease.

CASE REPORT

Thepatientwasa27yearoldunemployed
maleadmittedtoourdepartmentwithaone
monthhistoryofdiarrhea,weightloss,fatigue,
dyspepticsymptoms,peripheraledema,and
cardiacpalpitations.Hispreviousmedical

historywasunremarkable.Therewasafam
ilyhistoryofmaternalsystemiclupuserythe
matosus.

Generalexaminationatadmissionrevealed
markedpallorandlowerlimbsedema.

Routinelaboratorytestsrevealedsevere
irondeficiencyanemiaandhypoalbuminemia
(Hgb=84g/L,transferrinsaturation=7.32%,
albumin=26g/L).Hehadreducedbodymass
index(BMI=19.2kg/m2).Thyroidfunction
testswerewithinreferencerange.Screening
serologyforceliacdisease–IgAantitrans
glutaminaseantibodieswerehighlyelevated
(339RU/ml).Uppergastrointestinalendos
copyrevealedmacroscopicsignsofduodenal
mucosalatrophy.Histopathologyexamina
tionofduodenalbiopsyspecimenrevealed
type IIIb lesions according to the Marsh
Oberhuberclassification(Figure1).Theelec
trocardiogramshowedaleftbundlebranch
block(Figure2).Echocardiographicfindings,
whichwereconsistentwithacutemyocarditis,
showednormalleftventricularejectivefrac
tion(LVEF=50%).Serumcreatinekinase–MB
isoenzymelevelwasnormal.Cardiactroponin
Ilevelwasincreased(0.03μmol/L).Serologic
testsforcardiotropicviruseswerenegative.
HedidnotmeettheAmericanRheumatism
Associationcriteriaforsystemiclupuserythe
matosus.Myocardialbiopsywasrefusedby
thepatient.
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Celiacdiseasewithprobableceliacdiseaseassociated
autoimmunemyocarditiswasdiagnosed.Hewasrec
ommendedtoundergoastrictlifelongglutenfreediet
(GFD).Hisdigestivesymptomsandperipheraledemadis
appearedsoonafterintroductionofGFD.After6months,
hiscompletebloodcountandroutinebiochemistrywere
withinnormallimits.Exercisestresstestshowednoab
normalities.During18monthfollowuphegained16.1
kg(BMI23.8kg/m2).Cardiologistprescribedangiotensin
convertingenzymeinhibitors,betablockersandacetil
salicylicacid.

InordertoevaluatecompliancewiththeGFD,weregu
larlyinvestigatedIgAantitransglutaminaseantibodies,as
wellasantigliadinantibodies,whichwerebothsignifi
cantlyelevatedduringthe6,12and18monthfollowup.
Echocardiographyshowedglobalhypokinesisanddilata
tionoftheleftventriclewithLVEFof20%to25%dur
ing12monthsfollowup.Coronaryangiographyshowed
noabnormalities.ClinicallyhehadheartfailureNYHA
stageIII,thusdiureticswereaddedtotherapy.Because
ofbradycardiaandadvancedheartfailure,apermanent
multisiteatrialventricularpacemaker(DDDRmode)
wasimplanted.Controlechocardiographyshowedfurther
worseningofLVEF(1520%)during18monthsfollow
up.Radiofrequencyablationoftheatrioventricularnode

wasperformedbecauseanepisodeofuncontrolledatrial
flutteroccurred.

DISCUSSION

Inthiscase,wepresentapatientwithceliacdiseaseand
simultaneousoccurrenceofmyocarditis,whichlaterpro
gressedtochronicdilatedcardiomyopathy.Tothebestof
ourknowledge,thisisthefirstcaseofdilatedcardiomyopa
thyassociatedwithceliacdiseaseinthispartofEurope.It
seemslikelythatinthiscase,cardiomyopathyoccurrence
anditsfastprogressionwerecausallyrelatedtoceliac
diseaseandlowcompliancewiththeGFD.Accordingto
availablesources,about17similarcaseshavebeenreported
sofar[17].Patientswithbothserologicalevidenceand
histopathologyfindingswereonlyincludedinthisreview.

Astudyhasshownincreasedprevalenceofceliacdis
easeinpatientswithcardiomyopathy[8].However,an
otherstudyhasshownalackofthisassociation[9].Several
mechanismshavebeenproposedforthedevelopmentof
cardiomyopathyinceliacdisease.Firstly,malabsorption
occurringinceliacdiseasemayleadtocardiomyopathy
causedbyseverenutritionaldeficiencies[10].Autoim
muneresponsedirectedagainstantigenspresentinboth
themyocardiumandsmallbowelmayberesponsiblefor
myocardialinjury[3,4,10].

Inourreview,9patientshadbiopsyprovedmyocarditis
[4],and9patientswerediagnosedashavingdilatedcar
diomyopathy[1,2,3,5,6,7],includingourpatientwho
refusedmyocardialbiopsy.Ofthepatientsreviewed,13
(72.2%)weretreatedwithastrictglutenfreedietalone
[17].Twopatientswerenoncompliantandpresentedwith
worseningofLVEF[3].Onepatientdiedduetointractable
heartfailure[1].Theremaining10patientshadimprove
mentofLVEFandsuppressionofventriculararrhythmias
[27].Fivepatients(27.8%)weretreatedwithimmunosup
pressivetherapyinadditionwithglutenfreediet[4].All
ofthesepatientshadimprovementofLVEF.However,our
patientunfortunatelyrefusedimmunosuppressivetherapy.

ItseemsthatalowcompliancewiththeGFDinour
patientledtoprogressiveworseningofLVEFandother
seriouscardiaccomplicationswhichwarrantedfurther
invasivecardiacinterventions.

Inconclusion,dilatedcardiomyopathyassociatedwith
celiacdiseaseisaseriousconditionwhichrequiresmul
tidisciplinaryapproachinvolvinggastroenterologistand
cardiologist.CompliancewiththeGFDismandatoryif
patientsaretoavoidprogressionofcardiomyopathy.Ac
cordingtotheavailabledata,ifdiagnosedearlycardio
myopathymaybereversiblewithintroductionofGFD
alone.Furtherstudiesofpatientswithceliacdiseaseand
cardiomyopathyareneededtodetermineexactpathogenic
mechanismofcardiacinjury.Screeningofpatientswithid
iopathicdilatedcardiomyopathyforceliacdiseaseshould
beconsidered.

Figure 1. Microscopic image of the duodenal mucosal biopsy 
(HE, ×125): Reduced surface of enterocytes with irregular brush-
border, moderate villous atrophy, hyperplasia of glandular crypts, 
and pathological increase of intraepithelial and lamina propria 
lymphocytes.

Figure 2. A 12-lead ECG showed left bundle branch block
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КРАТАК САДРЖАЈ
Увод Це ли јач на бо лест је за па љењ ско обо ље ње му ко зе тан-
ког цре ва иза зва но ин ге сти јом глу те на код ге нет ски пред-
о дре ђе них осо ба ко је во ди ка ни зу га стро ин те сти нал них 
ма ни фе ста ци ја. Мно ге ауто и мун ске бо ле сти, као и дру га 
обо ље ња, ви со ко зна чај но су удру же на с це ли јач ном бо ле-
шћу. О кар ди о ми о па ти ји удру же ној с це ли јач ном бо ле шћу 
се рет ко пи са ло у ли те ра ту ри.
При каз бо ле сни ка При ка зу је мо слу чај 27-го ди шњег му-
шкар ца с јед но ме сеч ном исто ри јом ди ја ре је, гу бит ка те ле-
сне ма се, ма лак са ло сти, дис пеп тич них те го ба, пе ри фер них 
еде ма и пал пи та ци ја. На кон по зи тив ног се ро ло шког скри-
нин га с иму но гло бу лин А ан ти тран сглу та мин ским ан ти те-
ли ма, ди јаг но за це ли јач не бо ле сти је по твр ђе на хи сто па то-
ло шким пре гле дом пре па ра та би оп си је ду о де ну ма. Ехо кар-
ди о граф ски на лаз је ука зао на акут ни ми о кар ди тис. На кон 
што су ис кљу че ни уоби ча је ни узро ци ми о кар ди ти са, ди јаг-
но сти ко ван је мо гу ћи ауто и мун ски ми о кар ди тис удру жен с 
це ли јач ном бо ле шћу. Бо ле сни ку је пре по ру че на стрикт на 

до жи вот на ди је та без глу те на. Иму но гло бу лин А ан ти тран-
сглу та мин ска ан ти те ла, као и ан ти гли ја дин ска ан ти те ла би ла 
су зна чај но по ви ше на то ком ше сто ме сеч них, два на е сто ме-
сеч них и осам на е сто ме сеч них кон трол них пре гле да. Сла бо 
при др жа ва ње ди је те без глу те на код при ка за ног бо ле сни ка 
до ве лo је до про гре сив ног по гор ша ња ејек ци о не фрак ци је 
ле ве ко мо ре ср ца и дру гих кар ди јал них ком пли ка ци ја ко је 
су зах те ва ле ин ва зив не кар ди о ло шке ин тер вен ци је.
За кљу чак Ди ла та тив на кар ди о ми о па ти ја удру же на с це ли-
јач ном бо ле шћу је те шко ста ње ко је зах те ва мул ти ди сци пли-
нар ни при ступ бо ле сни ку, укљу чу ју ћи га стро ен те ро ло га и 
кар ди о ло га. Ком пли јан са ди је те без глу те на је нео п ход на 
уко ли ко бо ле сни ци же ле да из бег ну раз вој кар ди о ми о па-
ти је. Пре по ру чу је се ис пи ти ва ње бо ле сни ка с иди о пат ском 
кар ди о ми о па ти јом на це ли јач ну бо лест.
Кључ не ре чи: це ли јач на бо лест; ди ла та тив на кар ди о ми о-
па ти ја; ди је та без глу те на
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