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Resumen

Introduccion. Los adenomiomas de la via biliar son
entidades poco frecuentes que se localizan funda-
mentalmente en la vesicula; su localizacién en el res-
to de la via biliar es excepcional. Presentamos los
adenomiomas encontrados en nuestro servicio tras
una cirugia de las vias biliares.

Pacientes y método. Se trata de 11 pacientes inter-
venidos entre 1990 y 2002, 5 varones y 6 mujeres de
44-71 afios (media de edad, 53,3 anos). Las pruebas
de imagen previas a la cirugia se basan en la ecogra-
fia, la tomografia computarizada (TC) abdominal y la
colangiopancreatografia retrégrada endoscopica
(CPRE). Los tumores se localizaron en el fondo de la
vesicula biliar en 9 casos, en el colédoco distal en 1
caso y en el conducto cistico en otro; esta ultima lo-
calizaciéon es extremadamente rara y no hemos en-
contrado ningtn caso descrito en la bibliografia. Cli-
nicamente, cursa con dolor tipo codlico y se observa
un hidrops vesicular en las pruebas de imagen. En
algunos pacientes, los adenomiomas se asociaban a
otra enfermedad biliopancreatica: colelitiasis en 8,
coledocolitiasis en 2, colecistitis en 8, colesterolosis
en 2, hepatocolangiocarcinoma en 1 e historia de
pancreatitis aguda por asociacion a colelitiasis en 2
pacientes.

Resultados. Todos los pacientes fueron interveni-
dos quirurgicamente realizando una duodenopancre-
atectomia cefalica debido a las dudas en cuanto a la
malignidad del tumor; asimismo, se efectuaron 10 co-
lecistectomias, simples en 7 casos, ampliada a la to-
talidad del conducto cistico y tejido linfograso adya-
cente en un paciente, asociada a una hepatectomia
izquierda por hepatocolangiocarcinoma en un caso y
asociada a coledocotomia y extraccion de calculos
por coledocolitiasis en otro caso.
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Conclusiones. Los adenomiomas que se localizan
en la vesicula biliar se asocian a colelitiasis y cole-
cistitis crénica. Se presentan como formas localiza-
das y difusas. Si se localizan en el resto de la via bi-
liar cursan con cuadro de ictericia obstructiva, y si se
localizan en el conducto cistico presentan dolor tipo
cdlico e hidrops, aunque esta localizacion es excep-
cional.

Palabras clave: Adenomioma. Conducto cistico. Vesicula
biliar. Via biliar.

ADENOMYOMAS OF THE BILE DUCT. REPORT
OF ELEVEN CASES

Introduction. Adenomyomas of the bile duct are un-
common entities located mainly in the gallbladder.
Their localization in other parts of the bile duct is ex-
ceptional. We present the adenomyomas identified in
our department during surgery of the bile duct.

Patients and method. Eleven patients underwent
surgery between 1990 and 2002. There were five men
and six women, aged 44 to 71 years (mean: 53.3). Ima-
ging tests performed before surgery consisted of ul-
trasonography, abdominal computed tomography
scan and endoscopic retrograde cholangiography.
Tumors were located in the gallbladder in nine pa-
tients, in the distal common bile duct in one patient
and in the cystic duct in one patient. This localization
is extremely rare and we have not found any other si-
milar cases reported in the medical literature. Clini-
cally, these tumors provoke colic pain and hydrops of
gallbladder is observed on imaging tests. In some pa-
tients, the adenomyomas were associated with other
abnormal biliopancreatic findings, including cholelit-
hiasis in eight patients, choledocholithiasis in two
patients, cholecystitis in eight patients, and a history
of acute pancreatitis associated with cholelithiasis in
two patients.

Results. All the patients underwent cephalic duode-
nopancreatectomy due to doubts about the malig-
nancy of the tumors. Ten cholecystectomies were
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performed: simple in seven patients, extended to the
whole cystic duct and the lymphoid-adipose tissue in
one patient, associated with left hepatectomy for he-
patic cholangiocarcinoma in one patient, and asso-
ciated with choledochotomy and gallstone extirpation
in another patient.

Conclusions. Adenomyomas located in the gall-
bladder were associated with cholelithiasis and chro-
nic colicystitis. The presentation of these entities can
be either localized or diffuse. If adenomyomas are lo-
cated in the bile duct, typical presentation includes
obstructive jaundice and if located in the cystic duct
they usually provoke colic pain and hydrops, alt-
hough this location is exceptional.

Key words: Adenomyoma. Cystic duct. Gallbladder. Bile
duct.

Introduccién

Los adenomiomas de la vesicula biliar y de la via biliar
extrahepatica son neoformaciones benignas leiomioma-
tosas poco frecuentes formadas por una proliferacién de
células musculares lisas y de células epiteliales adeno-
matosas. Se localizan fundamentalmente en la vesicula
biliar y con mas frecuencia en el fondo de ésta. También
se pueden localizar en los distintos niveles de la via biliar
extrahepatica, aunque a este respecto hay pocas rese-
fias en la bibliografia. Clinicamente se comportan con
mas frecuencia de forma asintomatica. Los pacientes que
desarrollan sintomas presentan una clinica similar a la de
la colelitiasis, con dolor tipo colico, dispepsia o sintomato-
logia derivada de la obstruccion biliar, con ictericia obs-
tructiva y en casos excepcionales pancreatitis aguda si la

TABLA 1. Casos clinicos

localizacion es la ampolla de Vater. El diagnéstico de sos-
pecha se realiza por la clinica y las pruebas de imagen,
sobre todo la tomografia computarizada (TC) abdominal,
la ecografia y la colangiografia, aunque es la anatomia
patoldgica la que proporcionara la confirmacion.

Pacientes y método

Presentamos un estudio retrospectivo en el que revisamos las histo-
rias clinicas de pacientes en los que se han encontrado adenomiomas
de vesicula biliar y de la via biliar extrahepatica, hallados a partir de la
base de datos del servicio de anatomia patoldgica de la Fundacion Ji-
ménez Diaz, Clinica de Nuestra Sefiora de la Concepcion. Nuestra se-
rie consta de 11 pacientes' (tabla 1) intervenidos entre 1990 y 2002, 5
varones y 6 mujeres, con edades comprendidas entre los 44 y los 71
afnos (media de edad, 53,3 afos). De ellos revisamos los antecedentes
personales, los sintomas de inicio de la enfermedad, si presentaban o
no ictericia cuando se les visité por primera vez, las pruebas diagnésti-
cas basadas en la imagen previas al tratamiento quirdrgico, el tipo de
intervencion realizada, la localizacion del tumor, su asociacién con
otras enfermedades de la via biliar y la anatomia patolégica definitiva.
Entre los antecedentes personales de los pacientes destacan los coli-
cos biliares en nueve y sindrome de colestasis en dos, uno de ellos de-
bido a un adenomioma situado en el colédoco distal y otro por una co-
ledocolitiasis asociada. Las pruebas de imagen previas a la cirugia se
basaron en la ecografia, que se realizd en 9 pacientes; también se
efectud una TC en 4 casos, una colangiopancreatografia retrégrada en-
doscépica (CPRE) en uno y una colangiografia intraoperatoria en 3. Los
tumores se localizaban en el fondo de la vesicula biliar en 9 casos, en
el colédoco distal en un caso y en el conducto cistico en otro.

Como casos particulares destacamos por su interés los de un ade-
nomioma en el conducto cistico, ya que no hemos encontrado ninguno
en la bibliografia con esta localizacién, y otro en el colédoco distal.

Caso 1

Paciente de 44 afos con el antecedente personal de inmunizacion al
virus de la hepatitis B que desde hace 3 afios presenta episodios de

Casos Edad Sexo Comienzo Localizacién Intervencidn Asociacion Forma
(anos)

1 50 M Dolor célico + Colédoco distal Duodenopancreatectomia  Cole-coledocolitiasis Circunferencial-
Sindrome cefélica estendtica
colestasis

2 44 Dolor célico Conducto cistico  Colecistectomia ampliada ~ Hidrops vesicular Circunferencial-

al cistico estendtica

3 69 \ Dolor célico Vesicula biliar Colecistectomia + Hepatocolangiocarcinoma  Localizada

hepatectomia
izquierda

4 63 Vv Dolor célico Vesicula biliar Colecistectomia Colecistitis crénica Difusa

5 60 M Dolor célico Vesicula biliar Colecistectomia Colelitiasis + colecistitis Difusa

cronica + colesterolosis

6 62 Dolor célico Vesicula biliar Colecistectomia Colelitiasis + pancreatitis ~ Localizada

agudas + colecistitis
cronica

7 60 Dolor célico Vesicula biliar Colecistectomia Cole[itiasis + colecistitis Localizada

cronica

8 57 Dolor célico Vesicula biliar Colecistectomia Cole[itigsis + colecistitis Localizada

cronica

9 71 Dolor célico + Vesicula biliar Colecistectomia + Cole-coledocolitiasis + Difusa
sindrome coledocotomia + tubo colecistitis cronica
colestasis de Kehr

10 45 M Dolor célico + Vesicula biliar Colecistectomia Colelitiasis + colecistitis Localizada
nauseas cronica
11 60 Dolor célico Vesicula biliar Colecistectomia Colelitiasis + colecistitis Localizada
cronica
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Fig 1. Tomografia computarizada abdominal en la que se observa
una imagen nodular en el fondo de la vesicula biliar que resulto
ser, tras la intervencion y el andlisis anatomopatoldgico, un ade-
nomioma.

dolor cdlico focalizado en el hipocondrio derecho, sin ictericia ni fiebre.
Las pruebas preoperatorias no demuestran elevacion de bilirrubina,
transaminasas, fosfatasa alcalina o gamma-GT. Se realiza una TC ab-
dominal que revela una distensién importante de la vesicula biliar com-
patible con un hidrops y sin otros hallazgos patolégicos destacables; no
se observan signos directos o indirectos de dilatacién de la via biliar.

Caso 2

Paciente de 50 afios de edad con antecedentes de hipertension arte-
rial y diabetes mellitus que presenté como manifestacion inicial un cua-
dro de dolor abdominal focalizado en el hipocondrio derecho, ictericia,
coluria y acolia. En la exploracion presentaba dolor a la palpacion pro-
funda en el epigastrio y el hipocondrio derecho, sin signos de irritacion
peritoneal. Los datos del hemograma fueron: 12.400 leucocitos (80%
neutrdfilos, 13% linfocitos, 7% monocitos) y el resto, normal. En cuanto
a la bioquimica, se obtuvo una bilirrubina total de 3,7 mg/dl, una bilirru-
bina directa de 3,1 mg/dl, AST de 102 U/l, ALT de 353 U/I, FA de 595
U/l, GGT de 341 U/l y el resto, normal. El estudio de coagulacion y la
radiologia simple de abdomen fueron normales. La ecografia abdominal
revelé una coledocolitiasis con dilatacion del colédoco, con un didmetro
de 1,4 cm.

Resultados

Todos los pacientes fueron intervenidos quirirgicamen-
te, realizando una duodenopancreatectomia cefélica
debido a las dudas en cuanto a la malignidad de la tumo-
racién, y 10 colecistectomias, simples en 7 casos, am-
pliada a la totalidad del conducto cistico y tejido linfogra-
so adyacente en un caso, asociada a hepatectomia
izquierda por hepatocolangiocarcinoma en un caso y
asociada a coledocotomia y extracciéon de calculos por
coledocolitiasis en otro. En algunos pacientes, los adeno-
miomas se asociaban a otra enfermedad biliopancreati-
ca. De los 9 pacientes con adenomiomas en la vesicula
biliar, 8 presentaban asociacién con colelitiasis y la totali-
dad de ellos estaban asentados sobre una vesicula biliar
cuya anatomia patoldgica era compatible con colecistitis
cronica, 2 de los cuales presentaban, ademas, colestero-
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Fig. 2. Vesicula biliar abierta longitudinalmente. En su extremo dis-
fal se aprecia el conducto cistico con engrosamiento circunscrito
(flecha).

Fig. 3. Corte histoldgico del adenomioma en el que se observan
haces de fibras musculares lisas intercaladas con estructuras
glandulares (H-E, x200).

losis. De estos adenomiomas en la vesicula, 6 presenta-
ban la forma localizada (66,6%) (fig. 1) y 3 la forma difu-
sa (33,3%). Dos pacientes de nuestra serie padecian co-
ledocolitiasis y 2 habian tenido episodios de pancreatitis
aguda de origen litidsico.

De los casos particulares, el paciente con el adenomio-
ma en conducto cistico fue intervenido y se encontré un
hidrops vesicular producido por una tumoracién de 1 x
0,5 cm, dura y bien delimitada, localizada en el conducto
cistico, que se presentaba como un engrosamiento cir-
cunscrito de éste, con la luz bien centrada y sin signos
macroscopicos de malignidad (fig. 2). Se practicd una co-
lecistectomia reglada con seccion del conducto cistico
distal a la lesion, y se remitié la pieza para estudio intrao-
peratorio, que fue informado como sugestivo de leiomio-
ma sin datos de malignidad. Posteriormente se extirpé el
conducto cistico en toda su extension y todo el tejido lin-
fograso adyacente. El postoperatorio cursé sin complica-
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ciones. La anatomia patoldgica informé de que se trataba
de un proceso fibroinflamatorio en el conducto cistico
con hiperplasia adenomiomatosa, con probable origen en
el diverticulo. No habia imagenes compatibles con malig-
nidad. Se apreciaba un hidrops vesicular.

La paciente con adenomioma en el conducto colédoco
fue intervenida y se encontré una vesicula biliar distendi-
da y una via biliar extrahepatica dilatada, sin evidenciar
calculos. Se palpaba una tumoracién en la cabeza pan-
creatica. Se realizd6 una colangiografia intraoperatoria
que mostrd una dilatacién de la via biliar, sin paso del
contraste al duodeno y sin evidenciar calculos. Ante la di-
ficultad para la toma de biopsias y para demostrar malig-
nidad, se realiz6 una duodenopancreatectomia cefalica.
El postoperatorio cursd sin complicaciones. La anatomia
patoldgica informé de que se trataba de una proliferacién
adenomiomatosa en el colédoco distal, coledocolitiasis y
cambios inflamatorios en el pancreas.

Discusion

Los adenomiomas de la via biliar son tumores benig-
nos poco comunes y de crecimiento lento. Se presentan
en una proporcion similar entre varones y mujeres, y la
edad de maxima incidencia es en torno a los 50 afios.
Fuera de la via biliar se han descrito en el estémago, el
duodeno, el yeyuno, el ileon, el diverticulo de Meckel, el
colon sigmoide, los musculos rectos, el ombligo, el ttero,
el ligamento ancho, el ligamento Utero-sacro, el ligamen-
to redondo, la trompa de Falopio, el ovario, el septo recto-
vaginal y en asociacién al sindrome de Gardner, donde
se pueden presentar como adenomiomas solitarios en la
cavidad abdominal. En el arbol biliar, el lugar mas fre-
cuente de localizacion es el fondo de la vesicula biliar,
aunque también pueden presentarse en la via extrahepa-
tica; se han descrito casos raros localizados en los con-
ductos hepaticos derecho e izquierdo, hepatico comun,
conducto colédoco y en la ampolla de Vater. Debemos
decir que la mayoria de los adenomiomas de la via biliar
se situan distalmente a la insercién del conducto cistico.
No hemos encontrado descripciones bibliograficas de
adenomiomas situados en el conducto cistico.

Histoldgicamente son estructuras tubulares formadas
por un alineamiento del epitelio cuboide o columnar duc-
tal, pero sin la presencia de acinos, que se acompanan
de cambios quisticos y estan intercaladas con haces de
células musculares lisas en el tejido conectivo (fig. 3)“.
Su aspecto microscépico es similar al de la hiperplasia
adenomiomatosa del intestino delgado.

Se ha observado la asociacion entre adenomiomas del
arbol biliar y colelitiasis, mucosa heterotdpica gastrica,
adenocarcinomas de la vesicula biliar, anomalias de la
via biliar y, en concreto, de la unién pancreaticobiliar y di-
verticulos duodenales®. Han sido descritos mediante
otros sinénimos, como diverticulos de los saculos de Be-
ale, adenomiosis, adenomiomatosis, hamartoma, fibroa-
denoma e hiperplasia adenomiomatosa®*.

Macroscopicamente, en la vesicula biliar se presenta
en forma de sobreelevaciones difusas o localizadas; la
forma polipoide pediculada es rarisima®. En la via biliar,
incluido el conducto cistico, se manifiestan como un en-
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grosamiento circunferencial de ésta que estenosa la luz,
acompaiado de dilatacién proximal de la via o hidrops si
se localiza en el conducto cistico; esto induce una sinto-
matologia derivada de la obstruccidn total o parcial de los
conductos biliares. Se pueden confundir con carcino-
mas®3; por ello, con frecuencia se amplia su reseccion y
en ocasiones se han realizado amplias resecciones de la
via biliar que han precisado técnicas de derivacion bilio-
entérica o duodenopancreatectomias cefalicas tras con-
fundirlos con carcinomas de la cabeza pancreatica o de
la ampolla de Vater*”'°. Por ello, si es posible, se debe
descartar de forma intraoperatoria la presencia de una
tumoracion maligna con vistas a evitar una reseccion in-
necesaria demasiado amplia; sin embargo, aun siendo
tumores benignos, es posible la recurrencia local.

Clinicamente se presentan con dolor y dispepsia si es-
tan en la via extrahepatica y en casos avanzados, y con
ictericia obstructiva y pancreatitis aguda en los casos en
los que se localizan en la ampolla de Vater*. Se ha docu-
mentado algin caso de hemobilia. Otra manifestacion
poco frecuente es la fiebre, consecuencia de la colangitis
derivada de la obstruccién biliar. Si estan en la vesicula bi-
liar, la clinica sera indistinguible de la de la colelitiasis. El
hallazgo de adenomiomas en los chequeos no es frecuen-
te y se realiza debido a la elevacién moderada de la fosfa-
tasa alcalina y de la amilasa sérica, sin hiperbilirrubinemia
en estas formas precoces; esto orienta a la realizacion de
una prueba de imagen que en pacientes asintomaticos no
se hubiera hecho sin estos hallazgos®. El diagndstico pre-
operatorio es dificil y, cuando se hace, se basa en las
pruebas de imagen, sobre todo en ecografia, TC abdomi-
nal, resonancia magnética (RM) y CPRE'®'". En la vesicu-
la biliar, la ultrasonografia muestra, en la forma difusa, un
engrosamiento de la pared con pequefias zonas quisticas
anecoicas que representan los senos de Rokitansky-As-
choff y que pueden contener pequefios calculos. La forma
segmentaria puede ser confundida con colecistitis o carci-
noma, aunque también es posible la coexistencia de am-
bas. En la TC se observa profusién intraluminal de lesio-
nes polipoideas que se puede acompanar de célculos. En
la RM se aprecia engrosamiento de la pared con diverticu-
los intramurales. La resonancia dinamica es una ayuda
para distinguir el adenomioma del carcinoma'. En la via bi-
liar, en estas pruebas se muestra dilatacién de la via intra
y extrahepatica hasta el nivel de la estenosis, donde se
observa una lesién con engrosamiento circunferencial de
la pared. Sin embargo, la mayor parte de las veces, el
diagndstico se hace tras la reseccion quirtrgica y la con-
firmacién anatomopatolégica. Se han encontrado adeno-
miomas en la via biliar tras resecciones endoscdpicas,
exéresis locales, autopsias y duodenopancreatectomias
cefalicas realizadas en pacientes que se crey6 que tenian
carcinomas en la ampolla de Vater.

El tratamiento de estos tumores es quirdrgico y se rea-
liza una colecistectomia si la localizacién es la vesicula
biliar 0 una reseccion con margenes libres si estd en la
via biliar; posteriormente se realizé una técnica de deri-
vacion bilioentérica*'®'!. La reseccion local de los tumo-
res pequefos es un tratamiento que se puede valorar. La
duodenopancreatectomia cefalica, si la situacion es el
colédoco intrapancreatico o la ampolla de Vater, se reali-
za cuando es imposible descartar malignidad*.
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En nuestra serie se confirma que la localizacion mas
frecuente de los adenomiomas en la via biliar es en la
vesicula (9 pacientes; 81,8%) y, dentro de ella, en el fon-
do de ésta. Hay una clara asociacion entre colelitiasis y
los adenomiomas, ya que hemos observado que de los 9
casos de adenomiomas en la vesicula biliar, ocho tienen
colelitiasis y todos hallazgos compatibles con colecistitis
cronica, por lo que creemos que, probablemente, la infla-
macidn crénica de la mucosa biliar esta implicada en la
etiopatogenia de estos tumores. De los casos que hemos
observado, la forma mas frecuente es la localizada, que
llega a ser hasta el doble de la difusa. Creemos que el
tratamiento quirlrgico es la unica alternativa, aun en los
casos asintomaticos.

En el caso excepcional del adenomioma del conducto
cistico, se manifiesta con los sintomas derivados de la
obstruccién de esta via, dolor tipo cdélico e hidrops, asi
como los del resto de la via biliar se manifiestan con icte-
ricia obstructiva y dilatacién de la via biliar proximal,
como es el caso de la paciente con el adenomioma en el
colédoco distal. La conducta de esperar a un resultado
intraoperatorio con vistas a una toma de decisiones en
cuanto al tratamiento definitivo, y practicar posteriormen-
te una ampliacion de la reseccion por motivos de seguri-
dad, nos parece la mas adecuada. Por otro lado, la duo-
denopancreatectomia en la paciente con una lesion en la
via biliar distal cuya naturaleza es imposible de determi-
nar creemos que es la actitud mas correcta, puesto que
la posibilidad de malignidad es la que en estos casos
marca el tratamiento quirurgico.

Conclusiones

Los adenomiomas se pueden localizar en toda la via
biliar extrahepatica, incluido el conducto cistico; la locali-
zacién mas frecuente es el fondo de la vesicula biliar,
donde se pueden presentar de forma localizada y difusa.
Cuando afectan a la vesicula biliar con frecuencia se
asocian a colelitiasis y colecistitis crénica. La localizacién
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en el conducto cistico es extremadamente rara. Si ésta
es su localizacién se presentara con datos analiticos nor-
males y clinicamente se manifestara como célicos bilia-
res de repeticion e hidrops vesicular, que se observara
también en las pruebas de imagen. Si se localiza en el
resto de la via biliar, el paciente podra presentar también
dolor de tipo cdlico y sindrome colestasico. El tratamiento
definitivo es quirdrgico y el procedimiento dependera de
la localizacién del tumor.
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