LESION DE DIEULAFOY EN COLON. UNA CAUSA INUSUAL DE
HEMORRAGIA GASTROINTESTINAL EN EL PACIENTE PEDIATRICO.
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RESUMEN:

Introduccion: La lesion de Dieulafoy es una causa importante pero infrecuente de hemorragia gastrointestinal. Se ha descrito a nivel
gastrico y menos frecuente en duodeno, yeyuno y colon. Macroscopicamente es una malformacion arterial, con tortuosidad y elongacion
del vaso, que aparece como un pequeio defecto de la mucosa e histologicamente son vasos largos que envuelven la submucosa y estan
por debajo de la mucosa. Tiene una incidencia del 0,3-1,5 % como causa de sangrado gastrointestinal masivo.

Caso clinico: Pre-escolar masculino de cuatro afos de edad quien ingresa por cuerpo extrafio en vias aéreas (grano de maiz). Al estar
hospitalizado presenta melenas con anemia e inestabilidad hemodinamica. Rectosigmoidoscopia con evidencia de sangrado descendente.
Gammagrafia reporta zona de hipercaptacion en angulo esplénico de colon. En pabellon se realiza colonoscopia trans-operatoria,
evidenciandose efusién sanguinea con puntillado hemorragico en angulo esplénico, por lo que se procede a realizar colectomia y
anastomosis. Anatomia patologica reporta proliferacion de vasos de mediano calibre en la submucosa, rodeados por estroma fibroso con
infiltrado linfohistiocitario, vasos congestivos en la serosa. Se plantea Lesion de Dieulafoy.

Discusion: Esta entidad clinica es infrecuente, el diagnostico es dificil de realizar, cuando la ubicacion es inusual. Lla gammagrafia es
util para el diagnostico. Si el sangramiento digestivo compromete la vida del paciente el tratamiento definitivo es quirtrgico. Arch Venez
Pueric Pediatr 71 (1): 23 - 26
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SUMMARY:

Introduction: The Dieulafoy’s lesion is an infrequent but important cause of gastrointestinal haemorrhage. These lesions have been
described at the gastric level and less frequently in the duodenum, jejune and colon. Macroscopically it is an arterial malformation, with
tortuosity and elongation of the vessels that appear like a small defect in the mucosa and by histology as long vessels that surround the
sub mucosa below the mucosa. It has an incidence of 0,3-1,5% as cause of massive gastrointestinal bleeding.

Clinical case: 4 years old male that presents with a foreign body (corn seed) in the airway that required bronchoscophy. During admission
presents frequent melena with anemia and hemodynamic instability. Rectosigmoidoscopy showed lower gastrointestinal bleeding without
abnormal findings. Gammagram reported hypercaptant zone at the splenic angle of the colon. During surgery, trans-operating
colonoscopy demonstrated hemorrhagic punctiform lesions with blood eftusion at the splenic angle of the colon, and a segment of the
colon was resected. Histopathology reported congestive blood vessels with proliferation of medium-caliber vessels, surrounded by
fibrous stroma with linfohistiocitic infiltrate in the serosa, confirming the diagnose of Dieulafoy’s lesion.

Discussion: This is an infrequent cause of gastrointestinal bleeding that is difficult to diagnose when it presents in an inusual location.
Gammagram is helpful for the diagnosis. If the gastrointestinal bleeding compromises the life of the patient, definite treatment should be

CASO CLINICO

surgical. Arch Venez Pueric Pediatr 71 (1): 23 - 26
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INTRODUCCION:

La lesion de Dieulafoy es una causa infrecuente de
hemorragia gastrointestinal pero con una alta mortalidad,
identificada por primera vez por Gallard en 1884 y formal-
mente descrita por Dieulafoy en 1897 (1), quién inicialmente
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la describié como el estado inicial de una tlcera gastrica,
denominandola “Exulceraciéon simple”. La lesiéon de
Dieulafoy ocasiona sangrado gastrointestinal, tanto agudo
como cronico, superior 6 inferior, representando el 1-2% de
todos los casos de sangrado (2).

La mayoria de las lesiones se han descrito a nivel gastri-
co, especificamente a seis centimetros de la union gastroe-
sofagica (3), debido a la vascularizacion de la zona; menos
frecuentemente se ha descrito en el duodeno, yeyuno y colon
(4,5,6).

Macroscdpicamente es una malformacion arterial, con
tortuosidad y elongacion del vaso, que aparece como un
pequeiio defecto de la mucosa e histolégicamente son vasos
largos que envuelven la submucosa y estan por debajo de la
muscularis mucosa. La patogénesis es incierta, una de las
hipotesis menciona que la arteria submucosa se elonga y se
vuelve tortuosa ante el envejecimiento del individuo; otra
teoria plantea que hay debilidad de la pared arterial, con
dilatacion, formacion de trombos y ruptura (7) y la tercera
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hipétesis lo relaciona con una lesion congénita vascular, con
cierre anormal de la mucosa, erosion y ruptura posterior (8).
Esta tultima teoria es la mas relacionada con los casos de
lesion de Dieulafoy en nifios.

Esta entidad clinica tiene una incidencia baja en el san-
grado gastrointestinal masivo (9). Se presenta clinicamente
como hematemesis en el 28% de los casos y con melenas en
un 18% (10). Dado que la localizacion usualmente es a nivel
gastrico y se diagnostica en pacientes adultos, presentamos
un caso de lesion de Dieulafoy a nivel del Colon (angulo
esplénico), en un paciente pediatrico.

CASO CLINICO:

Pre-escolar masculino, de cuatro afios de edad, proce-
dente de Tovar, Estado Mérida-Venezuela, quién ingreso al
Instituto Auténomo Hospital Universitario de los Andes
(IAHULA), por presentar cuerpo extrafio en vias aéreas
(grano de maiz), ameritando broncoscopia bajo anestesia
general. Al cuarto dia de hospitalizacion presenté melenas,
frecuentes en abundante cantidad, con anemia aguda (Hb de
4.8 gr/dl) e inestabilidad hemodindmica. Ameritd transfu-
siones sanguineas en varias oportunidades. Alterné evacua-

4

5 Anos

ciones melénicas con hematoquecias, concomitantemente
expulsion de vermes a través del ano, por lo que recibi6
tratamiento con piperacina y metronidazol. Mejoria temporal
por algunos dias, reapareciendo hematemesis, rectorragias y
signos de inestabilidad hemodindmica. Endoscopia digestiva
superior, sin alteraciones. Rectosigmoidoscopia con eviden-
cia de sangrado digestivo inferior profuso, descendente, tipo
melenas, sin evidenciar lesiones en mucosa. El estudio de
Gammagrafia con Tecnecio 99, reportd zona de hiper-
captacion en angulo esplénico del colon (Fig. 1).

La visién macroscopica de colon era normal (Fig. 2), por lo
que se realizd colonoscopia trans-operatoria, evidenciandose
en angulo esplénico: efusion sanguinea con puntillado hemo-
rragico en mucosa, sugestivo de lesion submucosal, se realizo
colectomia (angulo esplénico), con reseccion de ocho cen-
timetros entre angulo esplénico y colon descendente y anasto-
mosis término-terminal. El estudio histopatologico, reportd: en
la submucosa proliferacion de vasos de mediano calibre, rodea-
dos por estroma fibroso con infiltrado linfohistiocitario; en la
serosa se observaron vasos congestivos confirmandose el diag-
nostico de Lesion de Dieulafoy. El paciente present6 evolucion
satisfactoria y se encuentra asintomatico actualmente.

Exploracién Gammagrdfica
Sangramiento Intestinal
99mTc 04 Na

Figura 1: Exploracion Gammagrafica — Estudio con tc 99
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Figura 2: Vision Macroscopica a nivel de
Angulo esplénico y colon descendente

DISCUSION:

Gadenstitter (6) en el afio 1998, planted que existe un
incremento en la frecuencia de la lesion de Dieulafoy en los
ultimos afios, describiendo localizaciones en duodeno
(18%), colon (10%) y yeyuno (2%), siendo el hallazgo mas
comun la persistente tortuosidad y gran calibre de las arterias
de la submucosa. Mas recientemente, para el afio 2004 (11)
publicaron tres casos con lesion de Dieulafoy en el recto. En
una revision de 101 casos reportados en la literatura (8), han
descrito a pacientes entre 20 meses y 93 afios de edad,
aclarando que es una malformacion vascular y se manifiesta
clinicamente como una hematemesis recurrente y masiva.
Descamps (12), describié que la verdadera incidencia es
desconocida, aclarando que puede ser la causa de un sangra-
do gastrointestinal oculto, mas frecuente en el sexo masculi-
no que en el femenino, con una proporcion de 2:1, con una
edad promedio de 54 afios (rango de 50-60 afios), mientras
que otras publicaciones plantean manifestaciones clinicas
con sangrado rectal (13). Para el afio 1994 (14) reportan el
caso de una lactante menor femenina de cuatro meses de
edad, quien presentdé hematemesis con una lesion de
Dieulafoy en el fundus gastrico y afos después (15) se
mantiene la idea que esta lesion es una causa rara de sangra-
do gastrointestinal masivo en nifios. Sin embargo; nuestro
caso es un nifio de cuatro afios de edad y es el primer caso
que se reporta en el IAHULA, considerando que el factor
desencadenante del sangrado digestivo fue el stress hospita-
lario, debido a la aspiracion de un grano de maiz, lo cual no
es recomendado en la alimentacion de nifios de corta edad,
asi como semillas de cotufas, nueces, mani, etc, ante el ries-
go de broncoaspiracion. A nivel nacional, la Universidad
Central de Venezuela (16) reportd un caso de una paciente
femenina, de 51 afios de edad, con Dieulafoy gastrico y situs
abdominalis inversus. En un alto porcentaje de los casos (75-
95%) la Lesion de Dieulafoy se localiza a nivel gastrico (8),
mientras que Walmsley en el afio 2005 (17), realizd una
revision durante los afios 1993 - 2003, en Nueva Zelanda,
incluyendo 36 pacientes, de los cuales en el 41% de los casos

la lesion se encontraba a nivel gastrico y el resto era duode-
nal, con predominio del sexo masculino, cuya localizacion
clasica era a seis centimetros del cardias. Otras publica-
ciones, asocian esta lesion con enfermedad hepatica avanza-
da (18), con sincope y sangrado masivo (19) y localizacion
en otros tejidos como el bronquio (20).

En nuestro caso la ubicacion es infrecuente, a nivel de
colon descendente, especificamente a nivel del angulo
esplénico.

Reilly (10), reporté que los sintomas mas comunes son
hematemesis acompafiada de melenas en un 51% de los
casos, aunque puede presentarse solo hematemesis (28%) 6
melenas (18%). No se presentan signos de dispepsia, anore-
xia ¢ dolor abdominal, pero si hay inestabilidad hemo-
dindmica, hipotension y anemia, con registros de hemoglobi-
nas entre 4.8 — 9.2 gr/dl, requiriendo transfusiones desde 3 a
8 unidades de concentrado globular por paciente. El paciente
en estudio, presentaba tanto melenas como rectorragias, lo
cual sugiere origen en intestino medio 6 inferior y de acuer-
do a Boix (13), cuando la lesion se presenta a nivel de colon
izquierdo, el sangrado es masivo con inestabilidad hemo-
dindmica, signos de hipotension y descenso de las cifras de
hemoglobina. El dato clinico concomitante en este paciente,
de expulsion de vermes a través del ano, no explica el san-
grado digestivo inferior ni la anemia aguda.

En la literatura revisada el diagnostico definitivo se rea-
liza mediante una endoscopia digestiva ¢ durante una laparo-
tomia exploradora de emergencia (2,3,4,10,16,23,27,29). El
92% de los pacientes son diagnosticados a través de la en-
doscopia, el resto es identificado intraoperatoriamente o
mediante la angiografia (10). Otro autor (Jaspersen en el
afo1993) (21), diagnostico la lesion de Dieulafoy con loca-
lizacién a nivel gastrico en un 92,3%, mediante la endos-
copia digestiva superior. Sin embargo; cuando es de loca-
lizacioén extragastrica, recomienda la angiografia. El caso
que reportamos fue identificado a través de la Gammagrafia
con tecnecio 99, cuyo estudio también orienta si hay un
Diverticulo de Meckel. Finalmente se corrobor? la lesion de
Dieulafoy por colonoscopia transoperatoria y biopsia del
segmento resecado. En un paciente de 68 aios de edad, con
sangrado rectal masivo el diagnostico se realizé mediante
una ileoscopia, ya que la localizacién era en el ileon y la
colonoscopia reveld contenido sanguinolento abundante,
pero no identifico la lesion (22).

Han descrito tratamientos diversos, para intentar dis-
minuir la mortalidad cercana a un 8,6% (23), incluyendo
monoterapia usando esclerosis con epinefrina y/o alcohol
(24,25), asi como la terapia térmica con electrocoagulacion
monopolar 6 bipolar y el tratamiento combinado, cuando
asocian escleroterapia, electrocoagulacion, fotocoagulacion,
alcanzando hemostasia en un 95% de los pacientes (26,27).
En el paciente pediatrico hay muy poca experiencia con estas
terapias. Evaluaron los resultados a largo plazo en pacientes
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con esta lesion, encontrando fallas en la terapia endoscopica
mediante el uso de clips y bandas (28,29) en el 16% de los
casos, aunque consideran que es una alternativa segura y
efectiva, planteando la conducta quirtrgica si falla el
tratamiento endoscopico.

CONCLUSION:

La enfermedad de Dieulafoy es una causa poco frecuente

de sangrado digestivo en adultos e inusual en nifios, con alta
mortalidad por el compromiso hemodinamico que existe.
Cuando el diagnostico es dificil, la Gammagrafia con
Tecnecio 99 6 la exploracidon quirrgica pueden ser utiles en
el nifio.
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