CARTAS CIENTIFICAS

Una causa infrecuente de sindrome
inflamatorio sistémico

A rare cause of systemic inflammatory
response syndrome

El hemangioma hepatico representa el tumor primario de
higado mas frecuente con una prevalencia de entre el
5y el 20%. De etiologia probablemente congénita, aunque
no bien establecida, y naturaleza benigna, esta constituido
por malformaciones vasculares intrahepaticas caracteriza-
das por espacios cavernosos recubiertos por endotelio plano.
Es mas frecuente en mujeres, diagnosticandose mayorita-
riamente en la edad media de la vida a raiz de un hallazgo
incidental, siendo generalmente lesiones Unicas inferiores a
4cm. Los de mayor tamano se denominan gigantes o caver-
nosos. Independientemente del tamaio, lo mas habitual es
que sean asintomaticos. En casos muy esporadicos se han
descrito fenomenos de hemorragia intratumoral, y de forma
excepcional el sindrome de Kasabach-Merritt y el sindrome
de inflamacion sistémica asociado al hemangioma'?.

A continuacion presentamos un caso de un sindrome de
inflamacion sistémica secundario a un hemangioma gigante.

Se trata de una paciente de 49 afos con un heman-
gioma hepatico de 10cm en lobulo hepatico derecho (LHD)
conocido desde 2013 a raiz de una tomografia computari-
zada (TC) realizada por otro motivo y asintomatica hasta el
momento. En enero de 2018 inicia cuadro de molestias en
hipocondrio derecho y fiebre diaria de hasta 39 °c sin clinica
infecciosa ni sindrome constitucional. Por tal motivo, se rea-
liza una TC abdominal en otro centro en el que se observa
crecimiento del hemangioma hasta 14cm, con alguna zona
de hemorragia intratumoral, asociado a anemizacion. Ante
estos hallazgos, realizan una embolizacion percutanea de las
arterias hepaticay frénica derechas. A pesar de tratamiento
antibiotico empirico con meropenem y teicoplanina, tras un
mes de evolucion persiste con fiebre, por lo que es remitida
a nuestro centro para evaluacion diagnostica y terapéutica.
En la analitica destaca la elevacion de marcadores inflama-
torios con una proteina C reactiva persistentemente elevada
en torno a 25mg/dl (valor de referencia: <1mg/dl) sin
leucocitosis y una alteracion del perfil hepatico en forma
de colestasis anictérica (GGT 260U/L, FA 175U/1), con AST
39U/1, ALT 43 U/l y bilirrubina 0,4 mg/dl. Todos los cultivos
de sangre y orina resultan negativos. Se completa el estu-
dio con resonancia magnética que muestra el hemangioma
hepatico de 14 cm en LHD con efecto compresivo sobre la via
biliar, rama portal y vena suprahepatica derechas sin llegar
a colapsarlas. No se observan abscesos, focos de hemorra-
gia, adenopatias ni otras alteraciones en las estructuras de
la cavidad abdominal y toracica inferior. Descartados otros
procesos que pudieran justificar el cuadro de fiebre persis-
tente, se orienta el sindrome inflamatorio como secundario
al hemangioma hepatico gigante. Se inicia tratamiento con
anti-inflamatorios no esteroideos sin obtener respuesta cli-
nica. Tras discusion en el comité multidisciplinar, se indica
la reseccion del hemangioma mediante hepatectomia dere-
cha ampliada a segmentos IVay IVb, presentando la paciente
un curso postoperatorio sin complicaciones, con rapido des-
censo de los marcadores inflamatorios y desaparicion de la
fiebre. El analisis de la pieza quirdrgica confirma que se trata

Figura 1 Pieza quirdrgica de hepatectomia derecha: A)
Imagen macroscopica. Tumor bien delimitado de 14cm de
dimension maxima, de aspecto hemorragico friable. B) Ima-
gen microscopica que muestra canales vasculares de contenido
hematico, con extensos cambios de necrosis coagulativa (H&E,
x4). C) Imagen microscopica a mayor aumento que muestra
espacios vasculares revestidos por endotelio plano sin atipia
(H&E, x20).

de un hemangioma cavernoso de 15 cm de diametro maximo
mayoritariamente necrosado y sin focos de abscesificacion
ni colangitis, con margenes de reseccion libres (fig. 1).

Tras revision de la literatura, existen muy pocos casos
(<20 casos) descritos de inflamacion sistémica asociados
a hemangiomas gigantes. Todos ellos se presentan con
fiebre alta y sudoracion, con elevacion de marcadores
de inflamacion, sin leucocitosis, aunque sin repercusion
hemodinamica, ni alteracion de la funcion hepatica, con
despistaje de enfermedad infecciosa negativa y el heman-
gioma como Unico hallazgo. La fisiopatologia concreta del
sindrome no es bien conocida pero se ha propuesto su rela-
cién con la liberacién de mediadores inflamatorios como
interleucina 1y 6 por parte de macréfagos y células endote-
liales del hemangioma en respuesta a fendmenos de necrosis
intratumoral®“. En cuanto al tratamiento, se ha descrito el
uso de corticoides y antinflamatorios con respuestas varia-
bles, aunque al final la mayoria han requerido la exéresis
del tumor mediante reseccion segmentaria o hepatectomia
para la resolucion definitiva del cuadro®.

En resumen, a pesar de que la mayoria de hemangio-
mas hepaticos gigantes son asintomaticos y no requieren
ningln tipo de intervencion, de forma excepcional pue-
den ser responsables de complicaciones relevantes tales
como el sindrome inflamatorio sistémico. En estos casos,
la reseccion quirdrgica consigue la completa desapari-
cion de los sintomas y las alteraciones de laboratorio,
considerandose el tratamiento de eleccion en este
escenario?.
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Obstruccion biliar secundaria a R
seudoaneurisma de la arteria
gastroduodenal. Una inusual forma
de presentacion

Bile duct obstruction secondary to a
pseudoaneurysm of the gastroduodenal artery.
An unusual presentation

Presentamos el caso de una paciente de 74 anos de edad con
antecedentes de fibrilacion auricular y pancreatitis cronica,
que acude a urgencias por sincopes de repeticion desde hace
2 meses. Presenta ictericia y leve dolor abdominal difuso.
A la exploracion se objetiva taquicardia sinusal y melenas en
el tacto rectal. En la analitica se observa anemia microcitica
moderada (9,2 g/dl).

Se realiza gastroscopia urgente en la que se observa una
Ulcera gastrica Forrest Il con bordes de aspecto inflama-
torio. En la analitica de control presenta una colestasis
completa (GGT=1.303U/L, FA725U/L, BT =6,65mg/dl), con
elevacion de las enzimas de citolisis (GOT=190U/l, GPT
137 U/1). La amilasa y la lipasa eran normales, asi como el
resto de valores, salvo el hemograma que seguia mostrando
anemia (Hb=9,3g/dl), por lo que se inicid6 ferroterapia
endovenosa. El dolor abdominal difuso, aunque leve (3/10
escala de EVA), persistia a pesar del tratamiento médico.

Ante la sospecha clinica de coledocolitiasis se realizo
una ecografia abdominal que mostré dilatacion de la via
biliar extra e intrahepatica con un colédoco de 14mm y
una dudosa coledocolitiasis. Se realizo una CPRE que con-
firmo la dilatacion de la via biliar sin defectos de replecion
y sin arrastrar ningun calculo con baldn. Asi mismo se eviden-
ci6 una papila protruyente con mucosa macroscopicamente
normal de la cual se tomaron biopsias.

Ante la sospecha de neoplasia ampular se realizé una TAC
abdominal con contraste que arrojo el diagndstico de seu-
doaneurisma de la arteria pancreatoduodenal superior de
2,4cm de diametro, de localizacion periampular, que com-
primia el colédoco en la zona mas distal y causaba impronta
sobre la region ampular (fig. 1).

Finalmente, las biopsias obtenidas arrojaron un resultado
de inflamacion reactiva inespecifica, descartando maligni-
dad.

Con el diagndstico final de seudoaneurisma de la arte-
ria gastro-duodenal con compresion de la via biliar a nivel
ampular se decidié un tratamiento mediante embolizacion
con coils combinado con un drenaje colocado por colangio-
grafia percutanea para aliviar la distension de la via biliar
hasta que el seudoaneurisma redujese su tamafo, quedando
pendiente su retirada al alta (fig. 1).

La analitica de la paciente mejord progresivamente,
desde los valores maximos de 10,5 mg/dl de bilirrubina que
se llegd a alcanzar hasta la normalizacion de las cifras.
También mejoro la hemoglobina, hasta alcanzar niveles de
12,7 g/dl.

Las complicaciones vasculares secundarias a la pancreati-
tis crénica son muy poco frecuentes, aunque las verdaderas
cifras de incidencia y prevalencia son dificiles de estimar,
pudiendo alcanzar un 10%'. La incidencia de hemorragia
por rotura del seudoaneurisma se estima en un 3,2% en
la pancreatitis cronica. Las arterias mas frecuentemente
afectadas son la arteria esplénica y la gastrica izquierda,
seguidas de la gastroduodenal, la mesentérica superior y las
arterias propias hepaticas’. El seudoaneurisma pancreatico
se asocia principalmente a aquella pancreatitis que evo-
luciona con la formacion de seudoquistes. También se ha
relacionado con la realizacion de cirugia hepatobiliar.

La rotura de un seudoaneurisma pancreatico es la causa
mas frecuente de hemorragia en pancreatitis, ya sea aguda
o cronica, alcanzando hasta el 61% de los casos.

Se han postulado diversas teorias etiopatogénicas en los
seudoaneurismas secundarios a pancreatitis crénica, que
incluyen la activacion de enzimas intrapancreaticas y proce-
sos isquémicos, produciéndose una separacion de la lamina
interna®.

Otra forma de presentacion de los seudoaneurismas es
la de ictericia obstructiva por compresion extrinseca de la
via biliar. Se trata de una forma de presentacion muy poco
frecuente. En la revision bibliografica realizada solo hemos
encontrado casos clinicos aislados.

El diagnostico debe realizarse mediante angiografia o TAC
con contraste, con el que puede observarse la dilatacion


http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0040
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0045
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
http://refhub.elsevier.com/S0210-5705(18)30253-X/sbref0050
mailto:CABALLOL@clinic.cat
https://doi.org/10.1016/j.gastrohep.2018.07.003
http://crossmark.crossref.org/dialog/?doi=10.1016/j.gastrohep.2018.07.002&domain=pdf

	Una causa infrecuente de síndrome inflamatorio sistémico
	Bibliografía
	Targeted sequencing and molecular profiling of a papillary and cribriform clear cell intrahepatic cholangiocarcinoma reveals absence of selectable mutations
	Specific author contributions
	Conflict of interests

	References
	Hemorragia digestiva tras una colecistoduodenostomia guiada por ecoendoscopia
	Bibliografía
	Adenocarcinoma de colon pobremente diferenciado con diferenciacin rabdoide: un diagnstico anatomopatolgico extremadamente infrecuente
	Bibliografía
	Obstruccin duodenal por hematoma intramural como complicacin de la biopsia endoscpica
	Bibliografía
	Una causa infrecuente de sindrome inflamatorio sistemico
	Bibliografía
	Obstruccin biliar secundaria a seudoaneurisma de la arteria gastroduodenal. Una inusual forma de presentacin
	Bibliografía
	Quiste epidermoide cutaneo con celulas sombra: a la bsqueda de un sindrome polipsico
	Bibliografía
	Paciente con enfermedad de Crohn en tratamiento con adalimumab y esteroides que desarrolla aspergilosis pulmonar
	Bibliografía
	Tumor del estroma gastrointestinal en canal anal: a propsito de un caso con localizacin atipica
	Financiamiento
	Conflicto de intereses

	Bibliografía
	Hepatitis autoinmune y enfermedad celiaca. Aparicin simultanea de las 2enfermedades
	Bibliografía
	Trasplante hepatico urgente por fallo hepatico agudo por enfermedad de Wilson
	Bibliografía
	Toxicidad hepatica inducida por terbinafina
	Bibliografía
	Hemorragia digestiva alta como complicacin de un adenoma de glandulas de Brunner. Una presentacin inusual
	Bibliografía
	Sindrome de secrecin inadecuada de hormona antidiuretica postquimioembolizacin transarterial de un carcinoma hepatocelular
	Discusin

	Bibliografía

