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PALABRAS CLAVE Resumen La lesion de Dieulafoy es una rara anomalia vascular causa de hemorragias gastro-
Lesion de Dieulafoy; intestinales masivas. Se caracteriza por el sangrado de una arteriola submucosa a través de una
Sangrado erosion en la mucosa, por otra parte normal.

gastrointestinal; Aunque la lesion de Dieulafoy fue inicialmente descrita en el estdmago y el tracto digestivo
Vesicula biliar superior, también se han comunicado casos en el colon, recto y en canal anal. Publicamos el

primer caso de lesion de Dieulafoy en la vesicula biliar que se presenté como una hemorragia
peritoneal masiva. Describimos las caracteristicas clinico-patoldgicas de esta inusual entidad,
asi como el abordaje de su diagnostico y tratamiento.
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KEYWORDS Dieulafoy’s lesion of the gallbladder as a cause of hemobilia with hemoperitoneum

Dieulafoy’s lesion; ) , o . ) )
Gastrointestinal Abstract Dieulafoy’s lesion is an uncommon vascular anomaly causing massive gastrointes-

bleeding; tinal hemorrhage, characterized by bleeding from an arteriole that protrudes through a tiny
Gallbladder mucosal defect.

Although Dieulafoy’s lesion was initially described in the stomach and upper gastrointestinal
tract, cases have also been reported in the colon, rectum and anal canal. We report the first
case of Dieulafoy’s lesion in the gallbladder, which presented as massive peritoneal bleeding.
We describe the clinical and pathological characteristics of this unusual entity, as well as the
approach to its diagnosis and treatment.
© 2011 Elsevier Espana, S.L. All rights reserved.

Introduccion

La enfermedad de Dieulafoy es una peculiar y caracteris-

tica alteracion vascular, encontrada con mas frecuencia en

* Autor para correspondencia. el estdbmago proximal, descrita en 1898 por el cirujano fran-
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con anemia por diminutas Ulceras gastricas, a las cuales
denomind «exulceratio simplex».

La importancia de la lesion radica en su forma de pre-
sentacion, generalmente como una hemorragia aguda o
rapidamente recurrente del tracto gastrointestinal, que
puede causar la muerte.

Comunicamos el primer caso de lesion de Dieulafoy en
vesicula biliar, que se manifesté como una urgencia quirQr-
gica con hemobilia y hemoperitoneo.

Comentamos las caracteristicas clinico-patoldgicas de
esta inusual enfermedad, los métodos diagnodsticos y su tra-
tamiento adecuado.

Material y métodos

Presentamos el caso de un paciente vardn de 73 aios de edad
con antecedentes de hipertension arterial severa e insufi-
ciencia renal crénica secundaria a uropatia obstructiva.

Un mes antes del proceso actual, el paciente sufrié una
crisis hipertensiva con un hematocrito del 27%.

En el ingreso actual, el paciente present6 de forma sUbita
dolor intenso en epigastrio e hipocondrio derecho con vémi-
tos. Se realizd una ecografia y tomografia computarizada
(TC) que demostraron una rotura de la vesicula biliar con
formacion de colehemoperitoneo, que requirié dializacion y
cirugia de urgencia.

En la intervencion se aprecio un importante hemoperi-
toneo de 1,5-2 | en relacion con estallido de la vesicula
biliar, la cual no mostraba signos inflamatorios. Se realizé
hemostasia, colecistectomia y lavado de la cavidad.

Resultados

La vesicula biliar media 6 x 4 x 4cm y presentaba una per-
foracion en cuerpo.

A la apertura longitudinal de la pieza, se observé un area
de mucosa negruzca debido a restos hematicos.

El estudio histoldgico mostro la presencia de una arteriola
de gran calibre en la pared de la vesicula, que irrumpiendo
en la lamina propia y mucosa se abria en la luz de la vesicula

Figura 1 Lesion de Dieulafoy. Pared de arteria sangrante
(flecha amarilla) y sitio de rotura (flecha negra) en interior de
la pared de la vesicula (flecha azul). (HE, x2,5).

Figura2 Trayecto de la arteria dentro de la pared mostrando
en negro las capas elasticas. (Orceina, x2,5).

Figura3 Presencia de capa elastica en la pared de la arteria.
(Orceina, x2,5).

(fig. 1) coincidiendo con el area de perforacion descrita en
el examen macroscopico.

La estructura histoldgica de la arteriola no mostraba
alteraciones en ninguna de las capas de la pared, aunque
la luz arterial mostraba un diametro aumentado que llegaba
a medir, en algunos puntos, 1,8 mm.

No se evidencié infiltrado inflamatorio alrededor de la
rotura arterial, ni en las zonas de mucosa circundantes.

Las técnicas realizadas para detectar la capa elastica
de los vasos sanguineos (Orceina y Van Gieson) demostra-
ron su presencia confirmando que se trata de una arteria
(figs. 2y 3).

Discusion

La lesion de Dieulafoy, descrita en 1898', afecta, en mas del
75% de los casos, a curvatura menor gastrica®3. Posterior-
mente, se ha descrito en otras localizaciones como duodeno,
yeyuno y otros segmentos del intestino delgado*®, asi
como intestino grueso’™"", recto'?'3, canal anal'*, eséfago',
bronquio® y linea ileopectinea'. En 1996, Francois Parat'®
comento un caso en vesicula biliar, publicado por Truong'®
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como posible lesion de Dieulafoy, pero no fue confirmado
por el autor.

Se trata de una lesion dos veces mas frecuente en hom-
bres que en mujeres, con una media de edad de presentacion
en la sexta década de la vida, aunque puede presentarse a
cualquier edad.

La importancia de esta lesion radica en su forma de
presentacion, ya que tipicamente se manifiesta como una
hemorragia gastrointestinal aguda masiva o rapidamente
recurrente, que puede causar la muerte?®?', La repeticion
de la hemorragia dentro de las primeras semanas es
frecuente.

El sustrato anatémico de la lesion de Dieulafoy consiste
en una anomalia vascular de origen congénito en la que un
vaso arterial, histoléogicamente normal, no reduce su cali-
bre al ir introduciéndose, desde fuera a dentro, en las capas
viscerales de los drganos, llegando asi hasta la submucosa.
Para explicar este hecho, en 1963 Voth?? propuso la teoria de
«la arteriola de calibre persistente». Habitualmente, cuando
un vaso arterial penetra las diferentes capas viscerales del
tracto gastrointestinal se va ramificando y reduciendo su
calibre. En la lesion de Dieulafoy, por el contrario, falla este
mecanismo, permitiendo que una arteriola del calibre pro-
pio de la capa muscular llegue a la submucosa. Ello facilita
que distintos factores locales que puedan ulcerar la mucosa
consigan producir una rotura arterial. Factores como la con-
tinua presion pulsatil de la arteria han sido implicados en la
isquemia y necrosis de las mucosas®® con posterior exposi-
cion de la misma a los componentes de las luces viscerales.

El vaso arterial persistente puede llegar a tener un dia-
metro de 1-3mm, lo que supone entre 10 y 30 veces el
calibre normal.

Nuestro caso es la primera lesion de Dieulafoy confirmada
en vesicula biliar.

Especular sobre el impacto que la hipertension sisté-
mica pudo haber tenido en la rotura es dificil de saber,
aunque posiblemente el efecto de esa anomalia sobre la
pared arterial seria escaso, ya que la arteria no presentaba
ninguna alteracion histolégica en su estructura, sino Unica-
mente en su calibre, claramente andmalo en esa localizacion
anatomica, que como demostraron las técnicas elasticas
alcanzaba, en algunos puntos, hasta 1,87 mm de diametro.
En nuestro caso no pudimos encontrar a ningln nivel ecta-
sias, aneurismas o arteritis, ni en ésa ni en otras arterias de
la pared vesicular.

Por otra parte, se ha publicado un caso de lesion de
Dieulafoy en canal anal' con antecedentes personales
de hipertension similares al nuestro.

Molnar y Miko?* describen la pérdida e incluso la ausen-
cia de las fibras musculares circulares de la pared de la
arteria adyacente a la perforacion. La hemorragia digestiva
por lesion de Dieulafoy se consideraba un proceso excep-
cional hasta hace pocas décadas, probablemente por estar
infradiagnosticada. Desde la generalizacion de la endoscopia
urgente en las hemorragias digestivas, el niUmero de casos
diagnosticados ha aumentado, si bien sigue siendo un pro-
ceso poco comun. La incidencia oscila entre el 0,3 y el 6,8%
de todas las hemorragias digestivas altas?*-2°.

Por otra parte, la hemobilia es un proceso patoldgico
que puede ocurrir en una variedad de situaciones clinicas
como traumatismo?’, colelitiasis?®, enfermedad inflama-
toria alitiasica?®3?, lesiones vasculares como varices®',

rotura espontanea de una arteria3?, trombosis arterial®3,
seudoaneurismas®* o displasia fibromuscular®®, asi como
también en ciertas neoplasias®*. La hemobilia traumatica
es la mas frecuente (en el 40-85% de los casos) y puede
ser consecuencia de una lesion hepatobiliar accidental o
iatrogénica.

Los instrumentos diagndsticos Utiles para el diagndstico
de la lesion de Dieulafoy dependen de la localizacion de la
lesion. Asi, las lesiones en el estomago, duodeno, colon o
recto pueden ser detectadas por endoscopia, aunque es a
menudo dificil ya que, en la mayor parte de los pacientes,
la presentacién es con sangrado masivo®. El diagnéstico es
mas dificil en yeyuno, o imposible en otras localizaciones,
como en la vesicula biliar.

En el tubo digestivo, los criterios endoscopicos diagnos-
ticos a tener en cuenta son los siguientes: 1) vision de un
pequeio vaso sanguineo protruyente; 2) sangrado arterial
activo; 3) presencia de un trombo fresco adherido, 0 4) san-
grado arterial reciente en la zona, aunque esté inactivo.

Otro instrumento util en el diagnostico de la enfermedad
de Dieulafoy es la angiografia®>° que puede ser muy efi-
caz para localizar el punto de sangrado, aunque puede ser
negativa o poco informativa en los casos en los que no hay
sangrado activo.

En los casos de hemobilia, la ecografia abdominal es una
técnica util, asi como la tomografia computarizada abdo-
minal, la colangiorresonancia, la colangiografia retrograda
endoscopica y la colangiografia transhepatica percutanea o
la arteriografia del tronco celiaco.

Previamente al tratamiento endoscopico, la cirugia era
el Unico tratamiento efectivo, realizandose la reseccion del
segmento afectado, como en las localizadas en el colon (7,9)
o para las lesiones situadas distalmente, como canal anal,
en las que la reseccién en cuia puede ser la mejor forma de
tratamiento en esta localizacion™.

En la actualidad, el tratamiento endoscopico ha adqui-
rido amplia difusion y aceptacion, siendo muy 0til en aque-
llas lesiones que, de otra manera, requeririan una laparoto-
mia, consiguiendo el control del sangrado entre el 88,6 y el
92% de los casos®’~*°. La escleroterapia endoscédpica ha dado
muy buenos resultados en lesiones accesibles, ya sea en el
recto, como en la serie de Meister*’, o en estdbmago*'. La téc-
nica de mejor resultado, en la actualidad, probablemente
es el hemoclipping endoscopico®?, quedando la angiografia
selectiva con embolizacion endovascular®®# como alterna-
tiva para los casos con lesiones inaccesibles por endoscopia.
Pueden realizarse también ligaduras directas del vaso san-
grante, reseccion del mismo o del aneurisma, cierre de
fistulas o colecistectomia en los casos de fallo de las técnicas
endoscopicas o angiograficas. Por tanto, en general, la tera-
pia endoscopica puede ser un tratamiento eficaz para evitar
la cirugia o, por lo menos, facilitar que los pacientes lleguen
a la misma en mejores condiciones. Es importante resenar
que si es el endoscopista quien realiza el diagndstico, debe
ubicar de forma precisa la lesion, puesto que cuando no hay
sangrado es muy dificil su hallazgo por parte del cirujano.

En nuestro caso, tras la realizacion de ecografiay TC, en
la intervencion se confirmoé la presencia de un importante
hemoperitoneo de 1,5-2 | en relacion con estallido de la
vesicula biliar, la cual no mostraba signos inflamatorios. Se
realizé hemostasia, colecistectomia y lavado de la cavidad,
tras lo cual al enfermo le fue dada el alta.
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