CASO CLINICO
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de origen no traumatica. Reporte de un caso
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RESUMEN. Las fistulas biliovasculares son comuni-
caciones anormales que clinicamente se manifiestan
en dos formas, dependientes del tipo de flujo en el tra-
yecto fistuloso: 1) hemorragia hacia el tracto biliar
conocido como hemobilia, o 2) paso de bilis hacia el
flujo sanguineo, designado como bilhemia. Historica-
mente esta complicacion ha sido tratada mediante ci-
rugia; sin embargo, los avances tecnologicos de hoy
dia permiten el uso de técnicas intervencionistas sin
que sea obligatorio el acto quirurgico. La bilhemia,
término introducido en 1975 por Clemens y Wittrin, es
una complicacion poco frecuente de dario hepatico que
genera niveles excesivamente altos de bilirrubina en
sangre y moderada elevacion de enzimas hepaticas
secundario a fistula biliovenosa intrahepdtica postrau-
matica. Aunque esta patologia es rara, se considera
peligrosa; de los 50 pacientes reportados en la litera-
tura, 25 han muerto por esta razon. La causa dominan-
te de la bilhemia en estos casos es el traumatismo. El
principal proposito del tratamiento es liberar la obs-
truccion ductal ya sea mediante la prdctica de esfinte-
rotomia endoscopica de papila de Vater o, en caso de
que el proceso se localice en dreas proximales de la via
biliar, mediante un drenaje biliar percutdaneo o, prefe-
rentemente, drenaje nasobiliar con succion continua.
Este abordaje puede, al menos, generar alivio temporal
v en ocasiones cierre de la fistula. Un efecto mas pro-
longado puede obtenerse mediante la colocacion de una
endoprotesis biliar. Describimos lo que es, en nuestro
conocimiento, el primer caso de diagndstico y trata-
miento exitoso de bilhemia no traumdtica mediante
esfinterotomia endoscopica y colocacion de catéter na-
sobiliar.
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SUMMARY. Biliovascular fistulas are abnormal com-

munications with two types of clinical manifestations
depending on type of flow in fistulous tract: 1) hemo-

rrage into biliary tract known as hemobilia, or 2) bile
into bloodstream, known as bilhemia. Historically, this

complication has been treated with surgery; however,

technological progress at present allows treatment with

intervention techniques without surgery being manda-

tory. In 1975, Clemens and Wittrin introduced the term

bilhemia, a rare complication of hepatic damage pro-

ducing excessively high levels of serum bilirubin and
moderate rise of hepatic enzymes secondary to post-

traumatic intrahepatic biliovenous fistula. Although

this pathology is rare, it is considered dangerous, of
50 patients reported in the literature, 25 died due to
this problem. The main purpose of treatment is to re-
lease tract obstruction by endoscopic sphincterotomy
of Vater s papilla or, if the process is localized in proxi-
mal areas of biliary tract, through percutaneous bi-
liary drainage or preferably nasobiliary drainage with
continuous suction. This procedure can at least produce
temporary relief and occasionally fistula closure. A lon-
ger effect can be achieved with biliary stent placement.

We describe what is, to our knowledge, the first case of
diagnosis and successful treatment of non-traumatic bil-
hemia with endoscopic sphincterotomy and nasobiliary
catheter placement.
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Se describe lo que es, en nuestro conocimiento, el
primer caso de diagndstico y tratamiento exitoso de bil-
hemia no traumatica mediante esfinterotomia endosco-
pica y colocacion de catéter nasobiliar.

REPORTE DEL CASO

Femenina de 68 afios de edad con antecedentes de cole-
cistectomia y exploracion de vias biliares a cielo abierto
programada y llevada a cabo en marzo de 2000 por cole-
cistitis cronica y coledocolitiasis con depuracion de co-
lédoco y colocacion de sonda en T sin reportarse acci-
dentes transoperatorios.

Una semana después de la cirugia, la paciente inicia
con fiebre cuantificada en 37.5 °C, discreto ataque al
estado general, ictericia con incremento paulatino, colu-
ria e hipocolia. Se realizan exdmenes de laboratorio que
muestran hemoglobina de 13.5 g/L, leucocitos de 11,000
con cuenta diferencial normal. Las pruebas de funcion
hepatica mostraron elevacion de bilirrubinas en 4.8 mg/
dL con franco predominio de la fraccion directa, transa-
minasa glutdmico oxalacética de 55 U/L (normal < de
40), transaminasa piravica de 50 U/L (normal < de 45),
fosfatasa alcalina de 115 U/L (normal <de 90). Las pro-
teinas totales, deshidrogenasa lactica y tiempo de pro-
trombina normales.

Dos semanas después, la bilirrubina incrementd a 31.6
mg/dL, con fosfatasa alcalina de 612 U/L, leucocitosis
de 14,300 con neutrofilia y desviacion hacia la izquier-
da, minima elevacion de transaminasa glutdmico oxala-
cética y piruvica, tiempo de protrombina dentro de la
normalidad. Se realizé ultrasonido abdominal que mos-
tr6 via biliar de calibre normal, con area hipoecoica en
l6bulo izquierdo del higado (Figura 1). Una colangio-
grafia por sonda en T revel6 dudosa imagen radiolucida
en colédoco distal con paso de contraste a duodeno.

Se realiz6 colangiopancreatografia endoscopica (CPE)
que mostrd via biliar de calibre normal sin litos en su
interior, sonda en T in situ y permeabilidad en todo el
trayecto sin evidencia de lesiones. Se observé llenado
de una cavidad en el parénquima hepatico sobre el 16bu-
lo izquierdo, segmento VIII, de aspecto irregular, de
aproximadamente 30 mm en su didmetro mayor y cuya
evacuacion es evidente hacia la vena suprahepatica, vena
cava inferior y auricula derecha (Figuras 2y 3). No se
observo salida de sangre por la papila de Vater ni en el
duodeno. Se realiz6 esfinterotomia del segmento biliar
del esfinter de Oddi, y se colocéd catéter nasobiliar de
8.5 Fr de calibre (Wilson-Cook Medical Inc., Winston-
Salen NC) cuya punta se llevd hasta el interior de la zona

Figura 1. Ultrasonido abdominal muestra via biliar de calibre nor-
mal con area hipoecoica en lobulo hepatico izquierdo.

Figura 2. CPE muestra una cavidad en el parénquima hepdtico del
segmento VIII del lIobulo derecho.

quistica (Figura 4). La tomografia computada de abdo-
men confirmé dicha lesion en el 16bulo izquierdo y la
comunicacioén biliovenosa al instilar material de contraste
por el catéter nasobiliar (Figura 5).

Tres dias después del procedimiento la bilirrubina
total disminuy6 a 12.8 mg/dL con baja paulatina en los
dias subsiguientes al igual que los valores de fosfatasa
alcalina. Al séptimo dia de hospitalizacion se realizo
colangiografia de control por catéter nasobiliar, mis-
mo que demostrd desaparicion de la zona quistica con
cierre absoluto de la fistula biliovenosa (Figura 6). Las
condiciones clinicas de la paciente mejoraron notable-
mente, los niveles de bilirrubina total, fosfatasa alcali-
na, leucocitos y resto de pruebas analiticas resultaron
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normales, por lo que la paciente se externa del hospi-
tal.

Después de 12 semanas se repitio la CPE que no mos-
tré colecciones intrahepaticas ni fuga del material de con-
traste. El arbol biliar era de caracteristicas esenciales
normales. Las pruebas de funcion hepatica y biometria
hematica fueron normales.

Las fistulas biliovasculares son comunicaciones anor-
males que clinicamente se manifiestan en dos formas,
dependientes del tipo de flujo en el trayecto fistuloso: 1)
hemorragia hacia el tracto biliar conocido como hemo-
bilia,' 0 2) paso de bilis hacia el flujo sanguineo, desig-

Figura 3. CPE muestra una cavidad de aspecto irregular en lobulo
hepatico derecho que drena por vena suprahepdtica hasta auricula
derecha.

Figura 4. CPE muestra un catéter nasobiliar que se coloco con la
punta en el interior de la zona quistica.

Figura 5. TAC abdominal muestra una lesion en el lobulo hepatico
izquierdo y una comunicacion biliovenosa.

Figura 6. Colangiografia nasobiliar muestra desaparicion de la zona
quistica y cierre completo de la fistula biliovenosa.

nado como bilhemia.? Historicamente esta complicacion
ha sido tratada mediante cirugia; sin embargo, los avan-
ces tecnoldgicos de hoy dia permiten la terapéutica por
técnicas intervencionistas sin que sea obligatorio el acto
quirurgico.’

La bilhemia, término introducido en 1975 por Cle-
mens y Wittrin,* es una complicacion poco frecuente de
dafio hepatico que genera niveles excesivamente altos
de bilirrubina en sangre y moderada elevacion de enzi-
mas hepaticas secundario a fistula biliovenosa intrahe-
patica postraumatica. Tradicionalmente, en forma inde-
pendiente del manejo conservador o quirurgico, esta
condicion se asocia con tasas de morbilidad y mortali-
dad entre 43 y 50%. Los hallazgos fisiopatoldgicos de
la bilhemia incluyen un dafio hepatico grave por desace-
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leracion, con ruptura de venas hepaticas y conductos
biliares intrahepaticos, con formacion de un hematoma
extenso y necrosis de parénquima hepatico. La reabsor-
cion progresiva de la cavidad necrotica ocurre dias des-
pués del dafio original, y hay paso de bilis desde los
conductos biliares rotos a las venas intrahepaticas por la
diferencia de presiones entre ambos sistemas. La pre-
sion baja o negativa en la vena cava, los gradientes de
presion de 15 a 20 cm de agua entre las vias biliares y el
sistema venoso, permite que el flujo biliar transite li-
bremente al sistema de venas suprahepaticas y al cora-
z6n.*? Esta inversion del gradiente de presion puede in-
crementarse por obstruccion del flujo biliar. En una gran
serie de pacientes con ictericia obstructiva, la presion
de las vias biliares intrahepaticas fue invariablemente
mayor que en la vena hepatica.®

Aunque esta patologia es rara, se considera peli-
grosa; de los 50 pacientes reportados en la literatura,
25 han muerto por esta razon. La causa dominante de
la bilhemia en estos casos es el traumatismo. En 23
casos fue traumatismo cerrado y en 14 iatrogénico,
de los cuales ocho casos fueron secundarios a colan-
giografia percutanea transhepatica, tres a biopsia de
higado y tres a manipulacion durante la cirugia. Los
sintomas predominantes son ictericia, con incremen-
to rapido en los niveles séricos de bilirrubina, pero
sin elevacion de enzimas hepaticas. Con relacion al
diagnostico, el mejor método para demostrar que hay
una fistula biliovenosa es la colangiografia endoscépica
que permite observar la direccion del flujo.># La arterio-
grafia generalmente no es diagndstica, pero la gamma-
grafia puede ser de utilidad.’

El principal proposito del tratamiento es liberar la
obstruccion ductal ya sea mediante la practica de esfin-
terotomia endoscdpica de papila de Vater o, en caso de
que el proceso se localice en areas proximales de la via
biliar, mediante un drenaje biliar percutaneo o, prefe-
rentemente, drenaje nasobiliar con succion continua. Este
abordaje puede, al menos, generar alivio temporal y en
ocasiones cierre de la fistula. Un efecto mas prolongado
puede obtenerse mediante la colocacion de una endo-
protesis biliar.>+>

En los ultimos 10 afos, el tratamiento conservador se
ha considerado como estandar en el dafio hepatico com-
plejo.®? Algunos de los cambios mas significativos in-
cluyen el uso de tomografia computada de abdomen para
deteccion y clasificacion de lesiones, para el manejo no
quirargico, asi como el uso de laparotomia exploradora
con reoperacion programada y “empaquetamiento” pe-
rihepatico para control de hemorragia.'*!?

La bilhemia es mas dafiina cuando gran cantidad de
bilis acumulada penetra subitamente al torrente sangui-
neo generando embolias a rifion y pulmon.

DISCUSION

La revision de la literatura hasta el afio 2000 muestra 50
casos reportados de bilhemia, cuya causa dominante es
el traumatismo con mortalidad de 50%. Las principales
causas reportadas son el traumatismo hepatico cerrado y
lesiones iatrogénicas atribuibles a procedimientos inter-
vencionistas del tipo de colangiografia percutanea trans-
hepatica, biopsia de higado, manipulaciones quirurgicas
o colocacion de TIPS*7:'* y algunos reportes lo relacionan
con procesos infecciosos localizados."” Si con el trauma-
tismo hepatico se genera comunicacion entre el tracto bi-
liar y los vasos sanguineos, ésta puede ser de dos tipos:
flujo de sangre hacia los conductos biliares (hemobilia)
o de la bilis hacia el torrente circulatorio (bilhemia). Esta
ultima es una complicacion potencialmente mortal, re-
lacionada al efecto trombogénico de la bilis, asi como a
su potencial emboligénico.'® Dicha direccion de flujo
dependera del gradiente de presion entre los dos siste-
mas.

Los hallazgos clasicos de la bilhemia es un incre-
mento dramatico en los niveles séricos de bilirrubina
directa, con resto de pruebas de funcidn hepatica nor-
males o discretamente elevadas. El método que permi-
te demostrar la fistula biliovenosa es la CPE, que per-
mite ademas seguir la direccion del flujo.

Nuestro paciente desarrolla una fistula biliovenosa
demostrada mediante CPE, en el postoperatorio, median-
te la colecistectomia con exploracion de vias biliares sin
accidentes transoperatorios ni antecedente traumatico
reciente ni antiguo. Llama la atencidn la existencia de
zona quistica en el segmento VIII del higado; pudo co-
rresponder a un absceso sin precisar etiologia, posible-
mente pidgeno, basado en fiebre, ataque al estado gene-
ral y leucocitosis, que generd una cavidad necrdtica con
dafio subsiguiente a conductos biliares y vasos venosos
hepaticos, con la formacion del trayecto fistuloso y paso
de bilis a torrente sanguineo por la diferencia de presio-
nes entre uno y otro sistemas. Esto aunque no tiene una
base anatomopatoldgica, es la tnica explicacion que
encontramos para la formacion de dicho fendémeno. Es
el primer caso, en nuestro conocimiento, de bilhemia de
origen no traumatico. Con esto se reafirma que la CPE
es el método diagnostico ideal.

El tratamiento de la bilhemia dependera de las condi-
ciones del paciente, el mecanismo fisiopatologico y la
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reserva funcional hepatica. A partir del reporte del cie-
rre espontaneo de la fistula biliovenosa tres semanas
después del traumatismo,* el manejo conservador ha sido
aplicado en casos seleccionados. Debido a que el objeti-
vo del manejo de la bilhemia es disminuir la presion in-
traluminal en los conductos biliares para neutralizar el
gradiente de presion e impedir el flujo de bilis a través
de la fistula, nuestro caso demuestra que la endoscopia
terapéutica con CPE, esfinterotomia endoscopica y dre-
naje biliar puede ser realizada con seguridad en este tipo
de paciente.*>!* Nuestro paciente mostré disminucion
rapida de los niveles séricos de bilirrubina y al séptimo
dia cierre del trayecto confirmado por la colangiografia
realizada a través del mismo catéter nasobiliar.

En el aspecto quirtrgico, clasicamente son tres los
procedimientos que se han descrito en el manejo de la
bilhemia postraumatica: a) resecciones parciales de hi-
gado, incluyendo la cavidad necrética, b) drenaje de la
coleccion y drenaje de la via biliar con succidon continua
mediante sonda en T; y ¢) drenaje externo de la cavidad
necrotica con creacion de una fistula biliar percuta-
nea.3,5,l4,l7

Concluimos que la bilhemia puede ser condicionada
a un origen no traumatico, como en el presente caso, y
que la endoscopia terapéutica puede generar cierre de la
fistula, evitando procedimientos quirtrgicos mayores. Es
necesario individualizar a cada paciente para definir su
estiologia y mejor abordaje terapéutico.
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