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Risikoen for gvre GI-cancer er ukendt, men preevalen-
sen i JPS-familier er rapporteret at veere 21% [3].
Brosens et al fandt en kumulativ livstidsrisiko for ud-
vikling af kolorektalcancer pa 38,7%. Gennem-
snitalderen ved diagnose var 43,9 ér [4]. Derudover
er der beskrevet forekomst af tyndtarms- og pancre-
ascancer hos patienter med JPS [4], men risikoesti-
materne er usikre.

Udredning for HHT omfatter undersggelse for
pulmonale AV-malformationer, da disse kan vere
livstruende. Kontrolprogrammet begynder i 12-ars-
alderen for asymptomatiske bgrn, som derefter fplges
afheengigt af de kliniske manifestationer. Der er fast-
lagt nationale guidelines for udredning og kontrol af
patienter med HHT [5].

Ved mistanke om genetisk syndrom bgr der tilby-
des genetisk udredning og rddgivning. Bern i muta-

tionspositive familier bgr tilbydes mutationsundersg-
gelse, nar de naermer sig alderen for pdbegyndelse af
kontrolprogram eller har symptomer.
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Nar et barn fgdes med en misdannelse, og mater un-
der hele graviditeten har indtaget medicin, bgr man
altid overveje, om det kan skyldes en teratogen ef-
fekt. Vi har derfor fundet det af interesse at beskrive
et barn, som blev fadt med mb. Hirschsprung, hvor
mater for og under graviditeten havde vearet i be-
handling med den selektive serotoningenoptagelses-
hemmer (SSRI) citalopram.

SYGEHISTORIE

En 19-drig nullipara, der to &r forud for og under hele
graviditeten havde veret i behandling med citalo-
pram 20 mg/dagl., fadte efter en ukompliceret gravi-
ditet en pige til terminen. Fedselsvagten var 3.060 g,
og der blev givet apgarscore 10 efter et minut og fem
minutter.

P& grund af manglende mekoniumafgang blev
der 38 timer efter fodslen foretaget en rgntgenover-
sigt over abdomen, hvorved man fandt en ilieustil-
stand (Figur 1). Ved laparotomi fandt man dilateret
tarm ned til den peritoneale omslagsfold ved rectosig-

moideum, hvorfor man p& mistanke om mb. Hirsch-
sprung anlagde en descendendostomi med blindluk-
ning af rectum. Diagnosen blev senere bekreftet ved
en biopsi fra rectum. Postoperativt fik barnet adomi-
nalt kompartmentsyndrom og matte reopereres med
resektion af et 3 cm langt stykke iskeemisk tyndtarm.
Herefter var der er et ukompliceret forlgb.

DISKUSSION

10-15% af de gravide oplever depression i forbindelse
med graviditeten, og behandling med SSRI-preepara-
ter er relativt almindelig. Sdledes var i alt 1.900 gra-
vide kvinder i behandling med SSRIi2010 [1]. Gene-
relt anbefaler man dog, at behandlingen undlades i
forste trimester.

Atiologien bag mb. Hirschsprung er ukendt, men
lidelsen skyldes formentlig en manglende migration
af neuralkamsceller under organogenesen i 5.-12.
graviditetsuge. Da migrationen foregér kraniokaudalt
begynder sygdommen altid analt og medfgrer agang-
lionose af et varierende stykke tarm. I naerveerende
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Rgntgenoversigt over abdomen 38 timer efter fadslen. Der ses ileus-
tilstand.

sygehistorie omfattede sygdommen rectosigmodeum,
hvilket sker i ca. 80% af tilfeeldene. Hele colon kan
ogsd omfattes med en incidens pa ca. 11%.

Alle SSRI-preeparater udviser signifikant passage
over placentabarrieren, og passagen er mest udtalt
for citalopram, hvor den fgtale blodkoncentration
naermer sig 89% af moderens.

I dyreforsgg har man pavist, at serotonin (5-HT)
spiller en rolle i bade migration [2], udvikling og
overlevelse af tidlige enteriske nerveceller [3], og at
5-HT er en vasentlig vaekstfaktor for det enteriske
nervesystem helt frem til den postnatale periode [4].

Teorien peger saledes imod en mulig skadelig ef-
fekt af SSRI pé udviklingen af det enteriske nervesy-
stem. Der er ikke tidligere blevet bekreftet tilfzelde af
mb. Hirschsprung ved maternelt brug af SSRI-pree-
parater. Der foreligger imidlertid ikke nogen epide-
miologiske studier, hvor man specifikt har undersogt
korrelationen mellem indtagelse af SSRI under gravi-
diteten og udviklingen af mb. Hirschsprung hos foste-
ret. Der findes dog et studie, der omfattede 99,4% af
alle graviditeter i Danmark i perioden 1997-2009,
hvor der blev fundet en signifikant gget risiko for ud-
vikling af medfedte misdannelser i fosterets tarmsy-
stem og moderens indtagelse af SSRI med en oddsra-
tio pa 1,80 (95% sikkerhedsinterval: 1,04-3,12) [5].

I farmakoepidemiologiske studier undersgges
primert data fra medicinordination, der ikke ngdven-
digvis kan sidestilles med indtagelse pa grund af
mange forhold herunder patientkomplians. I [5] pe-
ges der ogsa pa dette som en svaghed.

I en kohorteundersggelse omfattende 228.876
graviditeter i USA bekreeftes det yderligere, at der er
en del problemer forbundet med denne metode. Un-
derspgelsen viste, at en stor del (75%) af kvinderne
ophgrte med indtagelse af SSRI fgr eller meget tidligt
i graviditeten, og at kun 0,9% af kvinderne faktisk
kgbte medicinen under hele graviditeten [6]. Dette
forhold kunne tages til indteegt for en underestime-
ring af den mulige teratogene effekt af SSRI.

Den normale tarmmotilitet er afhaengig seroto-
ninerg signalering, og da SSRI-preeparater gger
mengden af 5-HT i synapseklgften, kunne dette ten-
kes at forstyrre den normale serotoninerge signale-
ring. Dette kunne vaere en medvirkende &rsag til den
udtalte ileustilstand med udvikling af kompartment-
syndrom, der blev observeret i denne sygehistorie.
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