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Resumen

Se presenta paciente de 28 afios, bangladeshi,
ingresado en el Cuban Hospital de Qatar por dolor
abdominal, fiebre moderada e ictericia ligera,
elevacién de las enzimas hepaticas y pancreaticas,
ademas de presentar patréon humoral de colestasis.
La ecografia abdominal y la tomografia de abdomen
con contraste endovenoso detectaron vesicula biliar
distendida con pared gruesa, litiasis en las vias
biliares extra e intrahepaticas con dilatacién de las
mismas y escasa cantidad de liquido y edema peri
pancreatico, concluyéndose como pancreatitis
aguda secundaria a colecistitis litidsica. Se realiz6
una colangiopancreatografia retrégrada endoscépica,
y se comprobaron estos hallazgos y estenosis del
conducto hepatico derecho asociado a no
permeabilidad del conducto hepatico izquierdo. El
diagndstico cambid a colangitis piégena oriental. Por
esta via se extrajeron los calculos y se colocé stent.
El paciente fue tratado complementariamente con
antibidticos, piperacilina y tazobactam via 1V,
egresado con evolucién satisfactoria después de
nueve dias del ingreso. Actualmente se encuentra
en seguimiento por equipo multidisciplinario para
definir conducta quirtrgica definitiva.

Palabras clave: Hepatolitiasis ,colangitis piégena
recurrente ,colangitis oriental

Abstract

A 28-year-old Bangladeshi patient is presented,
admitted to the Cuban Hospital in Qatar
for:abdominal pain, moderate fever and mild
jaundice, elevated liver and pancreatic enzymes, as
well as a humoral pattern of cholestasis. Abdominal
ultrasound and abdominal tomography with
intravenous contrast detected a distended
gallbladder with a thick wall, lithiasis in the extra
and intrahapatic bile ducts with dilatation of the
same and little amount of fluid and peri-pancreatic
edema, concluding as acute pancreatitis secondary
to lithiasic cholecystitis. An endoscopic retrograde
cholangiopancreatography was performed, verifying
these findings and stenosis of the right hepatic duct
associated with non-patency of the left hepatic duct,
the diagnosis changed to oriental pyogenic
cholangitis. By this route, the stones were extracted
and a stent was placed. The patient was treated with
complementary antibiotics, piperazine and IV
tazobactam, and was discharged with satisfactory
evolution nine days after admission. He is now being
followed by a multidisciplinary team to define
definitive surgical conduct.
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INTRODUCCION

La colangitis piégena recurrente (CPR) se
caracteriza por ser un sindrome recurrente de
colangitis bacteriana, asociada a calculos de
pigmento intrahepaticos, estenosis fibrotica de
las vias y obstruccion biliares intrahepatica. Fue
descrita por primera vez en 1930 por Dighy¥y
ha recibido diferentes nombres, que incluyen
enfermedad de Hong Kong, hepato-litiasis
primaria, colangitis oriental, colangio-hepatitis
oriental y colangitis infestacional oriental. Las
infecciones recurrentes del sistema biliar se han
implicado como una de las causas importantes
de la progresién de la enfermedad, que resulta
en complicaciones como: cirrosis biliar y
colangiocarcinoma.®?

Los medios diagnésticos por imagenes, ademas
de su funcién en el diagndstico de la colangitis
pidgena recurrente, permiten una evaluacion
anatémica precisa de la ubicacién, extensién y
gravedad de la enfermedad, informacidn
importante que se requiere para la planificacion
de un tratamiento médico o quirdrgico adecuado.®#

Los objetivos terapéuticos para el tratamiento de
la colangitis pidgena recurrente deben incluir, en
primer lugar: la mejoria de la sepsis biliar aguda
mediante la descompresiéon del arbol biliar
infectado. Esto puede lograrse de forma no
operatoria, mediante drenaje biliar transhepatico
percutdneo o esfinterotomia endoscépicay /o
colocacion de un stent biliar. En segundo lugar:
la eliminacién completa de los cdlculos y los
restos de particulas del tracto biliar, mediante
métodos como la litotomia colangioscépica
transhepatica percutanea y la colangioscopia
peri-oral. En tercer lugar: la eliminacion de la
estasis biliar, esencial para prevenir la colangitis
recurrente y la formacién de calculos. Por lo
tanto, es imperativo de ser posible, que las
anomalias anatdmicas, incluidas la ectasia del
tracto biliar y las estenosis, se aborden y
rectifiquen definitivamente.”® Existe una gran
variedad de intervenciones, que incluyen
procedimientos endoscépicos y guiados por
radiologia, asi como procedimientos quirdrgicos
que incluyen drenaje biliar quirdrgico y
hepatectomia.®

A la luz de los conocimientos actuales sobre el
diagnéstico y manejo de la colangitis pidgena
oriental, se realizé el presente informe de caso,
con el objetivo de mostrar la evolucién clinica y
radiolégica de un paciente diagnosticado con
esta patologia, en el Hospital cubano de Qatar.

PRESENTACION DEL CASO

Presentamos el caso de un paciente masculino,
bangladesi, de 28 afios, trabajador de la
construccién, que acude al servicio de urgencias
del Hospital Cuban de Qatar. El paciente
mostraba dolor abdominal de moderada
intensidad, localizado en el epigastrio, de
cardcter fijo, irradiado a ambos hipocondrios, de
tipo calambre, asociado a ictericia leve notable
en la esclerética y fiebre moderada. No se
recogen antecedentes patoldgicos familiares o
enfermedades hereditarias. Se registré visita a la
institucion tres dias atras por el mismo motivo,
(asociado a vémitos) por lo que fue interpretado
como un sindrome gastroentérico.

Los hallazgos positivos al examen fisico fueron:
dolor a la palpacién profunda en hipocondrio
derecho y epigastrio con vesicula biliar palpable
e ictericia ligera. Los demas aspectos de la
exploraciéon, palpacién y percusion realizados
donde fue necesario, no arrojaron datos
relevantes.

Los exdamenes complementarios de laboratorio
durante la admisién mostraron: elevacion
moderada de las enzimas de citdlisis hepatica,
alanina transaminasa y aspartato
aminotransferasa (ALT y AST por sus siglas en
ingles), alto nivel de enzimas del patrén de
colestasis (fosfatasa alcalina, bilirrubina total y
bilirrubina directa) y alto nivel de enzimas
pancreaticas (amilasa y lipasa), el leucograma
también se mostré elevado.

Los hallazgos mas significativos de la ecografia
abdominal al ingreso fueron: (Figs. 1y 2) Textura
hepatica homogénea, vesicula dilatada que mide
100x40mm, pared 3,5mm, dilatacién de mas de
5mm en las vias biliares intrahepdticas con
litiasis pequefas en su interior, colédoco tortuoso,
mide 14mm de didmetro con litiasis de 13x7mm
en su interior, el resto de las visceras
abdominales sin alteraciones aparentes.
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Fig. 1: Ecografia de abdomen (vista
longitudinal a nivel del colédoco) que muestra
un calculo alargado dentro del colédoco
dilatado y con flujo en la vena porta después
de la aplicacion del Doppler A.

B
Fig. 2: La vista axial a nivel de las vias
biliares intrahepaticas muestra
hiperecogenicidad (litiasis) dentro de los
conductos biliares intrahepaticos
dilatados. (B).
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Al segundo dia después de la admision, se
complementé estudio con tomografia axial
computarizada previa administracion de
contraste EV (Fig. 3) y se observd: vesicula biliar
distendida, colédoco dilatado con litiasis mixta
calcica-biliar, alargada de 13x7mm en su interior
y calcificaciones mixtas célcica-biliares alargadas
dentro de los conductos biliares intrahepaticos,

los cuales lucian dilatados. En la figura 4 se
comprobd: pancreas de tamafio normal, con
minima cantidad de liquido y edema peri
pancreatico, confirmando el diagndstico de
colecistitis litidsica y pancreatitis aguda
secundaria, dilatacion y litiasis de vias biliares
intra y extrahepaticas.

Fig. 3: Tomografia axial computarizada
de abdomen, vista axial a nivel hepatico
sin contraste

Fig. 4: Tomografia axial y con contraste
en la fase arterial. muestra hiperdensidad
(densidad de calcio) en la via biliar
dilatada por presencia de litiasis en las
vias biliares.
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Al tercer dia fue remitido a hospital terciario. Con
fines diagnosticos y terapéuticos, se procedié a
realizar colangiopancreatografia endoscépica
retrograda. (Fig 5). Durante el proceder, al paso
de la sonda, se demostré papila duodenal normal.
Seguidamente se canalizé el colédoco. El
colangiograma evidencié un gran defecto lineal
de llenado en el colédoco y mdultiples pequefios
defectos de llenado en el conducto hepatico
derecho, asociados a no visualizacién del
conducto hepatico izquierdo. Se procedié a
realizar esfinterotomia biliar y extraccion de los

calculos de las vias biliares mediante barrido con
baldn, el conducto hepatico derecho lucia con
reduccién de su didmetro por estenosis fibrotica
que, aunque permitié el paso de la sonda, no fue
posible la colocacidn de stent. No obstante, se
logré colocar stent en el colédoco. Se
complementd tratamiento con antibioticoterapia,
piperacilina y tazobactam por via intravenosa.
Posterior a la colangiopancreatografia
endoscopica retrdégrada, se planted el
diagnostico de colangitis piégena recurrente.

Fig. S5: La

El paciente fue clinicamente evolucionando de
forma satisfactoria, sin complicaciones después
del tratamiento practicado. Los resultados de
laboratorio fueron regresando a la normalidad,
por lo que fue dado de alta médica a los 9 dias
de tratamiento. Fue programado el seguimiento
por consulta de gastroenterologia y cirugia para
definir tratamiento restaurador de la via biliar. En

colangiopancreatografia
endoscopica retrograda muestra un gran
defecto de llenados lineales y multiples
pequeiios defectos de llenado.

la actualidad, el paciente se encuentra
asintomatico, sin que se evidencie nuevas litiasis;
pendiente de tratamiento quirlrgico definitivo de
la via biliar para reparar las anomalias que
provocan éxtasis de bilis y formacion de calculos.

DISCUSION
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El presente informe de caso, demuestra la
eficiencia de los servicios de salud en la
corporaciéon Hamad de Qatar, que cuenta con
una red hospitalaria interconectada formada por
hospitales e instituciones de atencién primaria,
atencién secundaria y atencién terciaria,
garantizando una atencién sanitaria de calidad.
Nuestro hospital (Cuban Hospital) es un hospital
secundario, con equipamiento de laboratorio y de
imagenes que permitieron hacer la primera parte
del diagndstico de este paciente en breve tiempo;
aunque no se conté con equipo de
colangiopancreatografia endoscépica retrégrada,
que dificulté el diagnéstico final y tratamiento
temporal. Quedé pendiente el tratamiento
definitivo, como lo sugiere Hamed y col en el
2018 en su presentacién de caso, paciente al que
finalmente se le realiz6 como tratamiento final
reseccion del colédoco con hepato-yeyunostomia.”
Nuestro caso aln estd pendiente de la
reparacién definitiva del arbol biliar.

La colangitis piégena recurrente (CPR) o
colangiohepatitis oriental, se caracteriza por la
formacién de calculos pigmentarios intrabiliares,
cuya principal manifestacién consiste en
episodios recurrentes de colangitis, aunque
también pueden presentarse otras
complicaciones biliopancreaticas. EI CPR se
desarrolla principalmente en pacientes asiaticos,
en los que esta entidad es una de las principales
causas de dolor abdominal agudo.®® El
diagnostico diferencial debe establecerse con
todas las demas entidades asociadas a la
formacién de calculos intrahepaticos, que es mas
comun en los paises asiaticos en comparacién
con el predominio de formacién de calculos
biliares en occidente.® El enfoque diagndstico y
terapéutico requiere la colaboracién entre
gastroenterdlogos, radiélogos y cirujanos
gastrointestinales, hecho que fue demostrado
por nosotros en nuestro caso.

La hepatolitiasis primaria (HL), la colangitis
pidgena recurrente y la colangiohepatitis oriental,
son términos que se usan comunmente en Japon,
Hong Kong y Corea respectivamente, y describen
los diferentes aspectos de la misma enfermedad,
donde "HL" indica los cambios patoldgicos,
"colangitis pidégena recurrente vy
"colangiohepatitis oriental", destacan la
presentacion clinica e inflamacién supurativa. El
HL es una enfermedad predominantemente del
lejano oriente y muestra grandes diferencias
regionales en la incidencia y el tipo de litiasis
intrahepatica.® Nuestro paciente clinicamente se
presentd con dolor abdominal, ligera ictericia y

fiebre moderada. Los exdmenes de laboratorio y
las imagenes, mostraron colecistitis aguda y
pancreatitis secundaria. Fue la pancreatografia
retrograda endoscdpica, el medio que permitié el
diagndstico de colangitis pidgena oriental, al
permitir la visualizacién de estenosis de los
conductos hepdticos, permitié ademas el
tratamiento de sostén que soluciono
temporalmente el problema de la colestasis, se
denota claramente la importancia de los medios
diagnésticos de imadgenes en el diagndstico y
tratamiento de esta patologia.

Patolégicamente, la CPR se caracteriza por
calculos pigmentados de bilirrubinato calcico
dentro de las vias biliares intrahepaticas
dilatadas, que presentan inflamacién crénica,
fibrosis mural y proliferacion de las glandulas
peribiliares, sin obstruccion biliar extrahepatica.
Los episodios de inflamacion supurativa se
acumulan en colangitis esclerosante en los
conductos periféricos y fibrosis parenquimatosa
por cicatrizacién y colapso. El pseudotumor
inflamatorio formador de masas y las neoplasias
papilares intraductales similares a neoplasias y el
colangiocarcinoma, son complicaciones cada vez
mas reconocidas. Se cree que la infeccién
bacteriana y los factores dietéticos son
importantes en la formacién de calculos de
pigmento dentro de los conductos biliares
intrahepaticos, mientras que la infestacion
parasitaria es probablemente una coincidencia.
Con la mejora de las condiciones ambientales y
la occidentalizacién de la dieta, la incidencia de
calculos pigmentarios ha disminuido. La triada de
Charcot describe la presentacién clinica clasica
de fiebre, dolor e ictericia y, si se asocia con
shock y letargo, la constelacién de hallazgos se
ha descrito como la pentada de Reynold.*? El
paciente presentado coincidié con una triada de
Charcot, conocer las caracteristicas de esta
enfermedad, la aparicidn especifica en etnias
orientales, y los flujos migratorios por la
globalizacién mundial, favorecen el diagnéstico
de esta patologia en paises occidentales,
resultando de vital importancia la publicacién de
reportes de caso relacionado con esta patologia.

Otras caracteristicas que pueden detectarse
mediante ecografia incluyen calculos biliares,
abscesos hepaticos, "biloma" vy
colangiocarcinoma. Se puede realizar una
aspiracién percutanea con aguja fina guiada por
ecografia en caso de sospecha de tumor hepético.*?
En este caso, la primera investigacién por
imagenes realizada fue la ecografia de abdomen
gue muestra un célculo alargado dentro del
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colédoco dilatado e imagen ecogénica dentro de
las vias biliares intrahepdticas dilatadas y
engrosamiento ecogénico adyacente a la pared
de la via biliar. Posteriormente se realizé una
tomografia computarizada de abdomen con
contraste, para definir la dilatacién de la via biliar
que se aprecia mejor en un estudio contrastado,
la constitucién mixta de las litiasis, propias de los
célculos biliares y sirvié ademds para descartar
otras complicaciones como formacién de
abscesos, cirrosis hepatica, biloma o rotura de la
via biliar con peritonitis y colangiocarcinoma,
como vimos la pancreatitis estaba presente como
complicacién. No se realizé colangiopancreato
resonancia a este paciente porque fue remitido a
institucién terciaria para definir diagnostico y
tratamiento, donde fue diagnosticado finalmente
con la CPR por los hallazgos de litiasis biliares,
estenosis fibrética y dilatacién de las vias biliares.

Aloridi en su serie de casos con su respectiva
revisién bibliografica, concluyo que la colangitis
piégena oriental es causa de varias
intervenciones quirdrgicas, con formacién de
litiasis en las vias biliares intrahepaticas, que la
causa de esta patologia era incierta aunque
algunos autores alegan las malformaciones del
aparato biliar, y que era frecuente en pacientes
del continente asiatico, el conducto hepatico
izquierdo usualmente estaba estendtico,™® como
ocurrié en nuestro paciente, ambos estamos de
acuerdo en que se debe solucionar
primariamente la obstruccién de la via biliar,
extraccién de las litiasis y finalmente la
reparacion de las anomalias detectadas en la via
biliar.

Torres y col en su investigacién concluyen que el
tratamiento ideal definitivo de esta patologia
incluye, la reseccién hepdtica segmentaria, que
remueve las litiasis y parte del parénquima
hepatico, generalmente de los segmentos
afectados del I6bulo hepatico izquierdo, evitando
asi la neoformacioén de colangiocarcinoma. El
paciente de nuestro reporte de casos se
encuentra actualmente en consulta para definir
el tratamiento definitivo, el cual probablemente
se ajuste al antes descrito, porque precisamente
es el conducto hepético izquierdo el mas
afectado.

El informe de caso como aporte cientifico tiene
sus limitaciones porque no brinda conclusiones
sustanciales para ser generalizadas, pero es
capaz de mostrar caracteristicas de patologias
poco comunes como la colangiohepatitis oriental,
a tener en cuenta en el diagnostico diferencial y

definitivo de determinados pacientes. Por otra
parte, fue evidente la importancia de los medios
diagnésticos de imagenes en el diagnostico y
tratamiento de esta patologia y adicionalmente
la importancia de disponer con equipos medios
diagndsticos de imagenes en las instituciones,
gque disminuyen el tiempo de espera de
pacientes inconclusos, lo que se traduce en
mejor evolucién de los pacientes evitando
secuelas y complicaciones.

CONCLUSIONES
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