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PALABRAS CLAVE Resumen

MeltermEcEr Introduccién: La malformacion arteriovenosa uterina es una patologia de presentacién mas
arteriovenosa uterina; frecuente de lf’ relatado y de consecuencias, en algunos casos, muy severas.

Doppler; Material y metf)do: .§e describen 8 casos. ’
Angiografia Resultados vy discusion: La malformacion arteriovenosa uterina; de origen congénito, infre-

cuente, o secundario a procesos obstétricos, se caracteriza por la presencia de un ovillo vascular,
formado por dilataciones arteriovenosas, de localizacion intramiometrial que se extiende, solo
en los casos congénitos, a otras zonas vasculares de la pelvis menor. Cursa siempre con un evento
hemorragico intenso. El diagnostico es ecografico Doppler y confirmacion con angiografia. Es
condicion ‘'sine qua non” una B-hCG negativa o su negativizacion previa. El tratamiento hoy
recomendado es la embolizacién. Se describen los avances en el diagnostico y tratamiento en
base a 8 casos propios.

© 2009 SEGO. Publicado por Elsevier Espaiia, S.L. Todos los derechos reservados.

KEYWORDS Uterine arteriovenous malformation: A more common and serious condition than
Arteriovenous suspected

malformations uterine;

Doppler; Abstract

Introduction: Uterine arteriovenous malformation (AVM) is more common than it is reported to
be and is a potentially life-threatening condition often secondary to uterine trauma or pregnancy.
Congenital origin is also reported but is less common.

Material and methods: Eight cases are described.

Results and discussion: AVM is characterised by the presence of an intra-myometrial arterio-
venous skein. Congenital cases may extend to vascular zones of the minor pelvis and/or other
organs. The onset of AVMs is usually severe bleeding. Doppler ultrasound is the first diagnosis

Angiography
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approach, but, angiography remains the gold standard for diagnostic evaluation. A previous
negative pregnancy test is a “sine qua non’’ condition. Embolization is the more acceptable form
of treatment. The therapeutic advances in their diagnosis and treatment are described, based on

8 personal cases.

© 2009 SEGO. Published by Elsevier Espafa, S.L. All rights reserved.

Introduccion

La malformacion arteriovenosa uterina (MA-VU)' es una
anomalia vascular extremadamente infrecuente de la que
existirian apenas 100 casos' . De hecho, las mayores esta-
disticas no superan los 25.

Son dilataciones varicosas, arteriovenosas intramiome-
triales, sin afectacion capilar. Se clasifican en congénitas y
adquiridas. Las primeras serian las genuinas e infrecuentes,
mientras que de las adquiridas estan siendo publicados cada
vez mas casos'®. Las congénitas resultan del desarrollo
embrionario anormal de estructuras vasculares primitivas,
resultando en la presencia de mdltiples dilataciones y
com5un7icac1'ones anormales arteriovenosas. Tienden a mos-
trar’™’:

e Multiples arterias alimenticias.

¢ Un ovillo de vasos con caracteristicas histologicas arteriales
y venosas.

e Numerosas venas de drenaje.

Las adquiridas, al contrario, muestsran fistulas miometria-
les entre ramas arteriales y venosas - Tienen arterias pro-
cedentes de las iliacas internas normales, sin suplemento

vascular extra al uterino y presentan el ovillo caracteristico®.
Muchos casos son asintomaticos, o solo con hipermenorreas,
pudiendo ser confundidos con sindromes de congestion pél-
vica'®, de aqui que su frecuencia debe ser mas alta"*.

En los congénitos hay anomalias vasculares en otras
areas pélvicas y/o resto del organismo (cerebro, piel, otras
visceras).

Las adquiridas son generalmente traumaticas, mas comu-
nes en casos previamente afectos de neoplasia trofoblastica
gestacional (NTG) o tumor trofoblastico del lecho placentario
(placental site trophoblastic tumour [PSTT]), donde la lesion
que afecta al miometrio se puede producir y mantener®.
Muchos son desencadenados por causas obstétricas (multipa-
ridad, abortos), intervenciones (miomectomias, resectomias,
legrados o cesareas), problemas placentarios (acretismos) u
otras patologias (canceres de cérvix o endometrio).

Queda la duda, que puede solventarse con las imagenes
ecograficas y la angiografia, sobre un sustrato vascular
anoémalo congénito previo en los casos adquiridos.

La historia es critica para diferenciarlos, pues como vere-
mos'* la imagen ecografica transvaginal (EV) es muy similar.

Los adquiridos cursan con hemorragias vaginales intermi-
tentes pero torrenciales, que sugieren una causa arterial®.
Esta puede ser la clinica inicial, aunque generalmente, existe
un antecedente hemorragico previo. El reconocimiento de
que el origen de la hemorragia es una MA-VU sera funda-
mental para la evolucién y tratamiento, ya que la practica de
un legrado hemostatico puede agravarla, incluso conducir a
la muerte®®.

Tradicionalmente, han sido tratados con ligadura de arte-
rias hipogastricas o histerectomia. La embolizacién es una
alternativa que preserva la fertilidad, deseo comun en varios
de nuestros casos, brindando excelentes resultados.

Material y método

Desde el afio 2006, y entre todas las ecografias vaginales, se
han colectado ocho casos que cumplen los criterios de MA-VU
que se especifican mas adelante. Todos ellos una vez confir-
mados fueron sometidos nuevamente a ecografia vaginal 2D
angio-Doppler (Alpha 10, Aloka™, Japén, transductor secto-
rial de 5 y 7,5MHz) y 3D con angio-Doppler (Voluson
GE™, USA, transductores lineales y sectoriales de 5 y
7,5 MHz). En varios de los casos se pudo completar el diag-
nostico, y especialmente la terapéutica, empleando tomo-
grafia computarizada (TAC), resonancia magnética (REMN) y
angiografia. Se ha dispuesto en todos los casos de la evolucion
clinica y ecografica como minimo 6 meses.

En todos los casos una vez sospechada la naturaleza del
proceso por ecografia vaginal Doppler, de inmediato se recu-
rrio, para su confirmacion a la 3Dy, en los casos posibles, al
TAC y RNM en las primeras 24 h.

Debido a que el diagnodstico esta basado en la vision del
ovillo vascular, no se han practicado mediciones cuantitativas
de los indices de flujo.

El tratamiento con embolizacion ha estado en dependen-
cia de la gravedad clinica (ver resultados) y de la disponibi-
lidad de la técnica.

Los criterios diagnosticos han sido:

a. Clinicos: metrorragia con B-hCG negativa o negativizada.
b. Ecograficos:
e Ovillo vascular con flujo multidireccional
e Curvas con elevados picos de velocidad sistolica y bajos
indices de resistencia y pulsatilidad.
C. Radioldgicos: siempre que ha sido factible RNM y/o TAC

Resultados

Caso 1

Fertilizacion in-vitro, gestacion triple. Cesarea en semana
34. Dos placentas. Revision a los 60 dias. La EV muestra linea
endometrial fina. En cara miometrial cerca del cérvix, areas
eco-negativas irregulares concentradas (fig. 1). Doppler
muestra un ovillo y shunts de baja resistencia. Arterias
uterinas normales. Solo se indicd control.

Veinticuatro horas después, intensa metrorragia, inesta-
bilidad, taquicardia y palidez. Se decide histerectomia.
B-hCG previa a cirugia: negativa. Anatomia Patoldgica
(AP): tejido angiomatoso, vasos exuberantes y congestivos.
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Figura 1

Caso 1: arriba, angiografia digital Doppler energia
mostrando el ovillo vascular directamente en miometrio. Abajo
en el centro, pieza operatoria. Abajo anatomia patologica y
anticuerpos monoclonales positivos para la BhCG.

Microscopicamente extensa angiomatosis arteriovenosa.
Presencia de deciduosis en la media y células trofoblasticas
en estroma y vasos. La inmunohistoquimica muestra acre-
tismo placentario, tipico de PSTT.

Caso 2

Aborto precoz legrado hace dos meses. Acude por hemorragia
e inestabilidad hemodinamica. La EV muestra imagenes mio-
metriales no-homogéneas y ovillo vascular (fig. 2). El Doppler
resulté definitivo evidenciando shunts y fistulas de baja
resistencia. Embolizacion selectiva para preservar fertilidad.

Caso 3

Aborto inducido hace 10 afnos. Consulta por intensas hiper-
menorreas. La EV muestra arterias y venas intra-miometria-
les, que se extienden periovaricas, al plexo de Santorini y
hacia abdomen. Algunas muy gruesas. El Doppler, la 3D, la
angiografia y la RNM muestran plexo varicoso afectando
miometrio, vasos uterinos e iliacas hasta aorta (fig. 2). Se
realizé una histerectomia directa.

Caso 4

Dos abortos 5 afios y 3 meses antes, legrados. Acude por
hemorragia e hipogastralgia. La EV muestra en cara anterior
uterina zona con vasos tortuosos, flujos turbulentos, y tumor
vascular alimentado desde la arteria uterina derecha (fig. 3).
La angiografia y la RNM muestran el ovillo.

Caso 5

Hace 3 meses aborto espontaneo. Medicada con misoprostol.
No vuelve a control. Tras amenorrea de 3 meses, sangrado de
12 dias. B-hCG positiva. La EV (fig. 3) resulta sugestiva de
MA-VU. Se ve el ovillo. Directamente arteriografia con
embolizacion.

Caso 6

Parto prematuro semana 24. Consulta por hemorragia per-
sistente. B-hCG negativa. La EV muestra miometrio deses-
tructurado en cara posterior y fundus. Imagenes lacunares
irregulares caracteristicas. Doppler: numerosisimos vasos de
baja impedancia. Solo controlar. Al mes disminucién de la
masa vascular. A los dos Doppler normal y rescision completa.
(fig. 3).

Caso 7

Aborto 9 semanas, legrada. A los 15 dias: imagen intraltero
de ovillo; B-hCG positiva. Al mes: imagen miometrial con B-
hCG positiva en aumento. Se inicia quimioterapia. Segundo
mes tras quimioterapia, B-hCG indetectable. Tercer mes:
persiste el cuadro ecografico. Embolizacion (fig. 4).

Caso 8

Cesarea hace 5 afos. Un legrado en otro hospital por aborto
precoz. Al mes la ecografia revela escasos restos ovulares. -
hCG positiva. Practican histeroscopia que muestra imagen
sugestiva de restos ovulares. Se pretenden extraer y acon-
tece hemorragia cataclismica cohibida mediante coagulacion
bipolar. La AP muestra vellosidades. Control al mes. EV: mola
completa, B-hCG < 50mUl. Se trato, sin duda, de un error
ecografico.

Nos es remitida. La EV revela area ecogénica imprecisa
intramiometrial. Doppler: vasos irregulares de diferentes
calibres, en ovillo, con bajos flujos que comunican con un
sistema vascular uterino normal. Con la sospecha de MA-VU
se practica RNM que lo confirma. Medicada con gestagenos la
evolucion mostro desaparicion tras seis meses (fig. 5).

La tabla 1 resume los casos. Siete casos fueron secundarios
a procesos obstétricos, cuatro post aborto, uno tras NTG y dos
problemas placentarios. Muestra que los primarios, son mino-
ria y por ello la evolucion favorable de muchos.

Todos negativizan la B-hCG, condicién considerada *“indis-
pensable”. Tres fueron embolizados, otros tres controlados.
El tiempo hasta la aparicion de la clinica oscilé entre meses y
una década. La imagen caracteristica ecogréafica fue el ovillo
vascular. La embolizacion o el control expectante en casos
estables pueden ser suficientes, sin olvidar que hay casos con
riesgo vital.
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Figura 2 Caso 2: Arriba izquierda, ovillo vascular con flujos de baja resistencia en el interior del miometrio con Doppler Color. A la
derecha el hallazgo correspondiente con RNM y angiografia.

Caso 3: Abajo a la izquierda idéntico hallazgo pero afectando al plexo de Santoriniy vasos iliacos que estan enormemente distendidos.
A la derecha, RNM con contraste para apreciar la afectacion uterina y vascular de la pelvis menor.

Discusion e La angiografia es definitiva y el TAC y RNM son recomen-
dables, si hubiera tiempo, lo que no siempre acontece.

Referente al diagndstico, se logra con la combinacion de: . . . .
Respecto a la clinica, los casos adquiridos sintomaticos

e La clinica. (probablemente existan los que nunca den sintomatologia y
e La B3-hCG, negativa o haberse negativizado. Sino se trata de no se diagnostiquen), cursan con imprevista e intensa metro-

un proceso gestacional residual. rragia que pueden avocar casi a la muerte. Acontecen, por su
e La EV con Doppler espectral. origen traumatico, durante la época fértil (18 a 45 afios).

Tabla 1 Resumen de los casos

Caso Edad G,PA Antecedentes Tiempo  B- hCG  Doppler Tratamiento Tipo Origen

1 27 1,1,0 FIV-TE. 2 Emb. Trillizos, Cesarea 3 meses +/— ovillo histerectomia  Sec. Acretismo
2 25 1,0,1 Ab, legrado 2 meses +/— ovillo embolizacion  Sec. Ab.

3 45 1,0,1 Ab, legrado 10 afos  — ovillo vasos histerectomia  Prim

4 23 2,0,2 Abs, legrados 3 meses +/— ovillo expectante Sec. Ab.

5 26 1,0,1  Ab, misoprostol 3 meses +/+/—  ovillo embolizacion  Sec. NTG

6 21 1,1,0 PP 24 semanas 2 meses +/— ovillo expectante Sec. Part.

7 28 1,0,1 Ab. espontaneo 3 meses +/+/— ovillo embolizacion  Sec. Ab.

8 35 2,0,1  Ab. biopsia 4 meses +/+/—  ovillo expectante Sec. Ab

G.P.A = gravidez, paridad, abortos; Prim = primaria; Sec = secundaria; Ab = aborto/s; Part = parto; PP = parto prematuro.
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Es frecuente el antecedente de legrado obstétrico por cual-
quier etiologia' (mas frecuente tras NTG sin quimioterapia“ o
aborto).

Casi todos muestran una primera hemorragia entre 1-6
meses tras el acto quirtrgico y con B-hCG negativa que des-
carta un proceso residual (NTG, aborto, restos placentarios o
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Figura 3 Caso 4: A la izquierda arriba, tomografia ecografica mostrando las imagenes lacunares econogativas miometriales
caracteristicas. A la derecha RNM con angiografia para mostrar la afectacion del ovillo vascular.

En el centro, Caso 5: imagen transvaginal 2D y Doppler energia de la afectacion miometrial.
Abajo, Caso 6: ovillo vascular con flujos de muy baja resistencia observados con 2D y Doppler Color. Este Gltimo muestra shunts.

PSTT). De no existir este antecedente, es seguro que se trate
de un caso congénito. Con el tiempo, de repetir el cuadro, el
caso suele agravarse.

La EV muestra en miometrio:

o Sutil heterogeneidad, inespecifica.




La malformacion arteriovenosa uterina. Una lesion mas frecuente y grave de lo sospechado

15

Caso post
embolizacion |

Figura 4 Caso 7: imagenes Doppler pre y post embolizacion.

e Pequeiios espacios anecoicos irregulares, mal definidos.
Concentrados caso de ser congénito y difusos en los adqui-
ridos. Presentes en el 65 y 35%, respectivamente.

e Compatibles o muy semejantes a la adenomiosis.

o El diagnostico definitivo solo con EV es incompleto.

El Doppler, color y la imagen espectral:
Muestran:

e Ovillo con flujo multidireccional de alta velocidad, que
producen imagen de ““mosaico” vascular, con areas amari-
llas, correspondientes a las zonas de maxima reverberacion,
propias de shunts arteriovenosos y fistulas. El ovillo esta
concentrado y ocupa las areas econegativas observadas con
escala de grises. Esta presente en el 95% de los casos.

e Las pequeiias areas econegativas miometriales se llenan de
color pues son vasos, lo que no acontece cuando son focos
de adenomiosis.

e La imagen espectral muestra curvas con elevados picos de
velocidad sistélica y bajos indices de resistencia y pulsati-
lidad. Su presencia pueden considerarse patognomo-
nica1,4,5,11717'

e La confirmacion viene de la mano de la angiografia.

Referente al tratamiento. Se basa en la situacion clinica.

Los casos asintomaticos estables se tratan médicamente
(controles, gestagenos, etc.), ya que incluso pueden desa-
parecer2,6,16,18,19.

Los inestables o con episodios recurrentes tienen indica-
cion quirdrgica (histerectomia, ligadura de arterias hipogas-
tricas) pero hoy debe recomendarse la embolizacion por su
eficacia y conservacion de fertilidad si es deseada.

La angiografia establece el diagnoéstico y delimita la
lesion. Aparecen las arterias uterinas alimentando una masa
arterial hipertrofiada y tortuosa con grandes vasos alimenti-
cios accesorios que drenan rapidamente en grandes venas.

El tamano del ovillo es indiferente e independiente de la
intensidad de la metrorragia’.

Se practica la embolizacion distal selectiva de ambas
arterias uterinas (catéteres 5F-Cobra, Cook, Bloomington,
IN) empleando esponjas de gelatina absorbible (Gelfoam,
Upjohn, Kalamazoo, MI, USA), como nosotros, o particulas
de alcohol polivinilo (PVA, Ivalon, Boston Scientific, Missis-
sauga, Ontario, Canada).

En casos de metrorragias masivas, como en uno de los
nuestros, debe recurrirse de inmediato a la histerectomia,
evitando intervenciones menores (también sugeridas) pues
esta en juego la vida de la paciente. El legrado hemosta-
tico™* esta contraindicado pues puede acelerar la hemorra-
gia con riesgo vital.



16

L.E. Machado et al

Figura 5

Comentarios, esta malformacion plantea tres cuestiones:

e Su origen
o Su diagndstico
e El tratamiento

El origen es, basicamente, adquirido, pero es muy proba-
ble que numerosos emerjan sobre una lesion congénita pree-
xistente y que solo se manifiesten tras procesos obstétricos
desencadenantes, especialmente los severos (NTG, PSTT o
abortos). Los dos primeros, debido a su gran poder de inva-
sion, pueden desencadenarlo sin necesidad de un factor
vascular congénito previo. Se describe que son mas frecuen-
tes tras NTG tratadas con quimioterapia'>' lo que habla en
este sentido.

La literatura describe su aparicion en jovenes (20 a 40
afios)'">*"® pensamos pues que casos descritos afios después
como congestiones pélvicas sean formas leves de estos pro-
cesos'®.

El diagnostico: por todo lo anterior recomendamos la EV
Doppler en todo control ginecoldgico y evidentemente en
casos de metrorragia. La finalidad sera valorar los vasos
uterinos y pélvicos ya que solo el Doppler es capaz de
establecerlo. Debera ser la técnica inicial ideal y resultara

3
&

CASO 8

Caso 8: ecografia 2D vaginal Doppler Color y Energia e imagen RNM del caso.

suficiente. Solo se precisara recurrir a otras técnicas radio-
logicas en caso de dudas.

El diagndstico definitivo surge de la conjuncion de las
técnicas de imagen vy, de realizarse cirugia, de la AP de la
pieza, mostrando la naturaleza vascular'®?° presentando
vasos irregulares de amplios didmetros, ectasias vasculares,
ausencia de inflamacion acompaiante y areas de hemorragia
difusa.

La busqueda en la pieza de anticuerpos monoclonales
puede resultar interesante para la diferenciacion de prima-
ria o secundaria. En los congénitos siempre seran negativos
para B-hCG, pero en los adquiridos aunque la B-hCG plas-
matica sea negativa, pueden aparecer como consecuencia
de restos gestacionales desencadenantes. De esta forma, y
como en nuestro primer caso, se evidenciara su origen
trofoblastico.

Dos de nuestros casos fueron positivos estando presentes
en restos de vellosidades necroéticas y en células trofoblas-
ticas persistentes en miometrio y vasos (B hCG, CD-10 AE1/
AE3 y PR), mostrando asi ser secundarios a un acretismo y a
una mola parcial, a pesar en el primero de que el alumbra-
miento fue normal.

El tratamiento, depende del estado hemodinamico e
intensidad de la hemorragia. El legrado esta contraindicado.
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Puede realizarse una histerectomia, pero hoy esta indicada,
de ser factible y por su rapidez, la embolizacién’. Conserva
aparato genital, es muy eficaz, poco agresiva y preserva la
fertilidad, algo muy ansiado en muchas por ser jovenes y
nuliparas®'®. Nuestros cuatro Gltimos casos fueron emboli-
zados con resultados espectaculares.

La MA-VU debe pues considerarse como una patologia mas
frecuente de lo referido, y sospecharse ante cualquier acu-
mulo vascular miometrial. El Doppler debe recomendarse en
toda mujer y especialmente ante una metrorragia intensa
indiferente del grosor endometrial que acompafie. La angio-
grafia, de ser factible, sera la técnica ideal de confirmacion y
tratamiento.

Conflicto de intereses
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