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RESUMEN:

La colecistitis xantogranulomatosa (CXG) y la adenomiomatosis (AV) son infrecuentes, con escasos
reportes en nuestro medio. La diferenciacion preoperatoria e intraoperatoria es dificil, porque
presenta caracteristicas radioldgicas y macroscopicas similares al cancer. Frecuentemente se
presenta como una colecistitis aguda. Y el diagndstico se establece por la presencia de fibrosis,
histiocitos espumosos, y de los senos de Rokitansky-Aschoff, respectivamente. Presentamos el
caso de una mujer que acudié por dolor abdominal, nauseas y vomitos. La tomografia reveld una
coleccion hepatica subcapsular. Se interviene quirurgicamente y se evidencia absceso hepatico
blogqueado por epipldn, con multiples adherencias; y vesicula de paredes engrosadas perforada
en bacinete. La paciente recibe antibioticoterapia, cursa con buena evolucién, y |a histopatologia
concluye una CXG y AV. La CXG y la AV son enfermedades raras, asociadas a colelitiasis. En nuestro
€aso, su asociacion y su complicacion con absceso hepético hacen que sea particularmente
excepcional. Requiriendo ambas, cirugia e histopatologia para confirmarlas.

Palabras clave: Absceso Hepatico, Enfermedades del tracto biliar, Xantomatosis.

Acta Med Peru. 2021;38(3):219-25

219



220

Vera-Portilla A, et al.

Absceso hepético por colecistitis xantogranulomatosa y ademiomatosis vesicular

ABSTRACT:

Xanthogranulomatous cholecystitis (CXG) and Adenomyomatosis (VA) are rare, with few reports in our setting. The preoperative
and intraoperative differentiation is difficult because it presents radiological and macroscopic characteristics, similar to cancer.
It often presents as acute cholecystitis. And the diagnosis is established by the presence of fibrosis, foamy histiocytes, and
Rokitansky-Aschoff sinuses, respectively. We present the case of a woman who came in for abdominal pain, nausea and
vomiting. The tomography revealed a subcapsular liver collection. Surgery was performed and a hepatic abscess blocked by
the omentum was evidenced, with multiple adhesions; and thickened-walled vesicle perforated in bacinete. Patient receives
antibiotic therapy, progresses well, and histopathology concludes CXG and VA. CXG and VA are rare diseases associated with
cholelithiasis. In our case, its association, and its complication with liver abscess, make it particularly exceptional. Requiring

both surgery and histopathology to confirm them.

Key words: Liver Abscess, Biliary tract diseases, Xanthomatosis.

INTRODUCCION

La adenomiosis o adenomiomatosis vesicular (AV) es una
lesién benigna adquirida ¥ poco frecuente @ caracterizada
por invaginacion de la mucosa que se extiende a través del
tejido fibromuscular subepitelial ', hasta la subserosa, y forma
diverticulos intramurales, los senos de Rokitansky-Aschoff
(SRA) B4 acompafiado de hiperplasia de la muscular propia *3°,

Y la colecistitis xantogranulomatosa (CXG) es una rara
enfermedad inflamatoria de la vesicula biliar !, variante
benigna y poco comun de colecistitis cronica %, caracterizada
por una inflamacién activa y destructiva focal o difusa &%,
una proliferacion severa de tejido fibroso acompafiada de
la acumulacion de macréfagos cargados de lipidos (“células
espumosas”), y células inflamatorias agudas y crénicas 742 La
reaccién inflamatoria y la fibrosis provocan un engrosamiento
asimétrico de la pared de la vesicula y multiples nddulos
intramurales de color marrén amarillento 723,

La prevalencia de la AV es baja, varia de 1-8.5 % 3> de las
colecistectomias. Mas frecuente en mujeres?, después de los
50-60 afios . Asi también, la prevalencia de la CXG depende
de la ubicacion geogriéfica, oscilando entre 1.3-1.9 % (Europa,
EE.UU. yJapon517),2,5-3.2 % (Latinoamérica) 122819y hasta 9 %
(India) 1418 de todas las colecistectomias; con solo un reporte
en nuestro medio "2, Y se observa principalmente entre los 60-
70 afios 2%2Y con reportes de predominio en hombres 72, en
mujeres®17142l y otros sin diferencia 1429,

En ambas su etiologia se desconoce, pero se asocian a
colelitiasis **>7, y la CXG ademas con colestasis ***®, Siendo
los SRA factor de riesgo para formacidn de célculos de pigmento
negro . Ademas, la CXG puede desarrollarse como secuela de
los SRA, encontrandose asociados en el 5.3 % %,

La mayoria de los pacientes con AV son asintomaticos -

Algunos refieren dolor abdominal en cuadrante superior derecho
(CSD), indistinguible de la colelitiasis »*>'%], epigastralgia,
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nauseas, vomitos y dispepsia a grasas . Asimismo, la CXG
pueden presentarse como una colecistitis aguda o crénica!®”+43-
Siendo lo mas comuUn, una complicacion aguda de colelitiasis,
con dolor en CSD, dolor epigastrico ¥, fiebre, ictericia, nduseas
y vomitos 1!, Asi como, una masa en CSD 12, hiporexia y pérdida
de peso 3, que imita al cancer de vesicula biliar (CVB). Y hasta en
el 30-32 % puede complicarse con perforacion, abscesos y fistulas
a drganos vecinos #2422, También, ambas pueden presentarse
como ictericia obstructiva o pancreatitis aguda 27,

El estudio por imagenes de la AV presenta quistes intramurales
(diverticulos anecoicos) con artefactos de reverberacion con
completo o parcial engrosamiento de la pared vesicular &,
La ecografia en CXG, revela un engrosamiento de la pared de la
vesicula biliar, que puede ser focal o difusa, acompafiado de célculos
vesiculares y nddulos o bandas hipoecoicos intramurales 67162 | |o
que asemeja mucho a CVB 7, Ademas, la tomografia presenta
signos Utiles; pero la Resonancia (RM), es quien ayuda a
diferenciarlas del CVB; muchas veces confirmando el diagndstico
enla AV Bl y en combinacién con tomografia podrian acercarse
al diagndstico de CXG ® como se describe en la Tabla 1.

No son consideradas lesiones premalignas 3%, pudiendo estar
presentes cambios inflamatorios, fibréticos y metaplasicos en la
AV 3, Siendo el desarrollo del cancer relacionado a los calculos
e inflamacidn crénica, en ambas 3511,

En ambas el diagndstico diferencial es dificil #5138 e incluyen
el CVB 28, Ya que, la forma localizada o fundica (la mas
frecuente) de la AV se presenta como un nddulo umbilicado
vesicular M. Y la apariencia macroscdpica de la CXG "% y el
hallazgo intraoperatorio de infiltracion perivascular, hepatica
y coldnica ¥, asociada a linfadenopatias ¥, las asemeja a
CVB. Por consiguiente, en ambos, el diagndstico definitivo es
histopatoldgico 191314181,

En la CXG generalmente hay leucocitosis ® y en formas
precoces de AV, elevacion de fosfatasa alcalina y amilasa, sin
hiperbilirrubinemia . También, los marcadores tumorales
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Tabla 1. Signos imagenoldgicos para diagnosticar Ademiomatosis vesicular (Tabla 1A), y diferenciar Colecistitis Xantogranulomatosa
y Cancer de Vesicula Biliar (Tabla 1B)

Tabla 1A Adenomiomatosis vesicular (AV)

a) Engrosamiento focal o difuso de la pared vesicular

b) Diverticulos pequefios intramurales (Senos de Rokitansky-Aschoff), pequefios, multiples
y anecoicos

c) Focos ecogénicos intramulares!: cuando contiene célculos, artefacto de reverberacion
(comet-tail)?

d) Artefacto de centelleo en la ecografia doppler color.

Signos ecograficos

Engrosamiento parietal focal o difuso
Signos tomograficos® Signo del Rosario: combinacion de una capa de muscular proliferativa no realzada, que rodea
el epitelio mucoso proliferativo realzado con diverticulos intramurales

Imagenes hiperintensas en T2 (Signo de “collar de perlas”)*: espacios redondeados

Signos en RM N
Colecistitis Xantogranulomatosa Cancer de Vesicula Biliar
(CXG) (cvB)
Signos imagenolégicos Tomograficos % % p
Engrosamiento de pared vesicular 85 15 <0.01
Nddulos y bandas hipoecoicas intramurales 54 9 <0.01
Ausencia de Lesiones Polipoideas 100 48 <0.01
Infiltracién pericolecistica 69 9 <0.01
Absceso pericolecistico 23 0 0.018

Signos imagenolégicos TC, comunes en CXG y CVB

Colelitiasis*
Realce de la linea mucosa*
Linea mucosa continua*
Pérdida de interfase entre higado y vesicula
Dilatacion de via biliar (>10mm)
Linfadenopatia (>10 mm)

Areas de iso o leve hiperdensidad, que corresponden a la presencia de

Signos en RM B
xantogranulomas en la pared engrosada de la vesicula

1: Quistes intramurales (diverticulos anecoicos)(3), anecoicos (llenos de bilis) y ecogénicos (llenos de calculos o barro biliar)(3,14)

2: El artefacto de reverberacion en cola de cometa o en forma de V que surge de pequefios focos ecogénicos de la pared (creado por el material dentro del diverticulo),
es el sello de la hiperplasia adenomiomatosa(3)

3: Limitada por no poder demostrar los quistes intramurales. Un diagndstico confiable de GA en la pared GB engrosada es posible solo si hay presencia de SRA grande
(al menos 3 mm)(5).

4: 92-93% de Especificidad para AV(3,14), muchas veces confirma el diagndstico(3), porque las cavidades intraluminares hiperintensas en T2 son sugestivas de ser SRA
y excluyen el diagndstico de CVB(4).

%: Siendo lo mas caracteristico, correspondiente a las bandas de coldgeno y grietas de colesterol(21).

#: Presente hasta en el 90% de los casos de CXG(7,13,21) y AV(1,3)

: Reportado por algunos autores como signo patognomanico de CXG(13)

+: Informada por algunos autores como mas frecuente en CXG(13)

$: Esto debido a que la pared de la vesicula biliar engrosada en CXG contiene grasa intramural mientras que CVB carece de ella(13)
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CA19-9 y CEA pueden no tener utilidad para diferenciar la CXG
del CVB %) ya que tienden aumentar en CVB y pueden elevarse
en CXG 11218,

La cirugia es el Unico tratamiento definitivo para ambos 2671112
y la colecistectomia laparoscopica (CL) es el estandar de oro
actual ®7- Sin embargo, se asocia con una alta tasa de conversion
a colecistectomia abierta (10- 80%) %1629 ya que la cirugia
suele ser dificil debido a la intensa fibrosis y las adherencias a
los 6rganos vecinos 72,

REPORTE DE CASO

Presentamos el caso de una mujer de 34 afios, con antecedente
de colelitiasis hace 2 afios. Que acude por presentar 3 dias antes,
dolor en hemiabdomen superior, a predomino de epigastrio e
hipocondrio derecho, con irradiacion a la espalda; ademas de
nauseas, vomitos y deposiciones liquidas; sin sentir mejoria
a pesar del tratamiento médico. Al examen se encontrd una
paciente en mal estado general, palida, taquicardica, con apoyo
de oxigeno por cénula binasal; con dolor a la palpacién en
hipocondrio derecho y epigastrio, signo de Murphy positivo,
dolor leve a la descompresion, y ruidos hidroaéreos alejados.
La analitica mostrd 1gG para COVID-19, anemia, leucocitosis
de 25600 con desviacion izquierda, trombocitosis 815000,
hipoglicemia, fosfatasa alcalina y GGTP elevadas, en acidosis
metabdlica, con hipocalemia e hiponatremia. La ecografia solo
mostro signos de colecistopatia crdnica litidsica. La paciente es
hospitalizada con los diagndsticos de abdomen agudo quirurgico
e insuficiencia respiratoria aguda. Al repetirse la ecografia, se

aprecid, ademas, una coleccion subcapsular hepatica y liquido
libre en cavidad. Por consiguiente, se solicitd una tomografiaenla
que se evidencid un absceso subcapsular hepatico (Figura 1B,1C),
y colecistitis cronica calculosa (Figura 1A,1B). La paciente ingresa
a sala de operaciones donde se evidencia 200ml de liquido de
aspecto bilioso, purulento, a nivel subhepdtico, zona bloqueada
por epiplony asas intestinales, asi como, la presencia de multiples
bridas y adherencias en toda la cavidad abdominal. Ademas,
una vesicula escleroatréfica de 5x3cm, de paredes fibrosadas
y edematosas, con presencia de perforacion de 1cm en cara
inferior de bacinete, donde se aprecia salida de bilis y calculos.
Motivo por el cual, se realiza drenaje de absceso y colecistectomia
parcial (subtotal), debido a no poder identificar conducto
cistico, ni colédoco. Paciente recibe antibioticoterapia de amplio
espectro, y cursa con buena evolucion, salvo por presentar una
infeccion de sitio operatorio, la cual se resuelve con curaciones
diarias. Posteriormente el informe histopatoldgico concluye una
colecistitis cronica reagudizada xantogranulomatosa (Figura 2)
y adenomiosis (Figura 3). Y la paciente finalmente es dada de
alta a los diez dias.

DISCUSION

Los célculos de la vesicula biliar®®128 y |3 inflamacion
crénical®2182l estan asociados a ambas. Ademas, la CXG
corresponde a una variante poco frecuente de la colecistitis
crénica ™, aunque, se diferencian por su caracter destructivo e
invasivol*2'7), extendiéndose a través de la pared de la vesicula
hacia estructuras adyacentes®'7], con fistulizacién o perforacion
vesicular®®'Z; por lo que es considerada una entidad clinica
distinta 0 una variante invasiva’®’l, Al mismo tiempo, puede

Figura 1. Tomografia abdominal sin contraste. A, Corte transversal. B, Corte coronal. C, Corte sagital. Fecha amarilla: vesicula biliar
de ubicacién, forma y tamafio normal, con paredes engrosadas de forma difusa, conteniendo multiples litiasis, la mayor de hasta
7mm. Flecha verde: coleccidn subcapsular hepética que mide 102x36mm, a nivel del segmento Ill sugerente de absceso subcapsular
hepdtico.
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Figura 2. Anatomia patolégica: Vesicula Biliar. A, Pared de vesicula biliar (capa perimuscular) con zona necrética central con histiocitos
de citoplasma espumoso en el tejido necrotico y alrededor del mismo (xantogranuloma) — 200x. B, Xantogranuloma en pared de
vesicula biliar (acimulo de histiocitos de citoplasma espumoso por fagocitosis de lipidos — 400x H-E

Figura 3. Anatomia patoldgica: Vesicula Biliar. A, Mucosa de vesicula biliar con inflamacién crénica y aguda - 100x H-E.
B, Mucosa de vesicula biliar con inflamacion crénica, aguda y adenomiosis - 200100x H-E. Flecha verde: invaginacion de
la mucosa (Senos de Rokitansky-Aschoff) y Flecha naranja: hiperplasia de la muscular propia.
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desarrollarse como secuela de los SRA, existiendo solo un
reporte, de estar asociada a la AV en el 5.3 %,

Nuestro caso, se tratd de una mujer con antecedente de
colelitiasis +*®71017 con una edad menor a la reportada, en
ambas patologias!®l. Con dolor abdominal, nduseas y vomitos, y
un signo de Murphy positivo***2!1 asociada a una insuficiencia
respiratoria por COVID-19, diferente a otros reportes con clinica
obstructiva biliar o duodenal ! Posteriormente, la tomografia
evidencid un absceso subcapsular hepatico y colecistitis cronica
litidsica. No se planted la sospecha de CVB ' por la edad, clinica
aguda, y hallazgos tomograficos, a pesar del engrosamiento
difuso de pared vesicular (Figura 1); distinto al reporte nacional
donde encontrd signos radioldgicos de neoplasia maligna 2.

La CXG se considera una “enfermedad simuladora” y un reto
diagnostico. Porque, a pesar de ser una patologia benigna que
cursa con clinica de colecistitis aguda, como en nuestro caso;
macroscadpica y radioldgicamente puede confundirse con CVB 112
Por eso, la revisidn integrada de las caracteristicas clinicas,
radioldgicas y la PAAF preoperatoria puede ayudar a evitar la
cirugia radical en pacientes seleccionados ™. Ademas, el estudio
de RM puede llegar a confirmar el diagndstico *® (Tabla 1), el
cual no fue realizado por la urgencia del cuadro agudo quirurgico.
Por ende, frente a la sospecha de CVB, se puede completar el
estudio con una RM para poder descartar estas dos patologias.
Aunque en ambas, el diagndstico definitivo dependa del examen
histopatoldgico [+#913:1418],

Asimismo, se debe enfatizar que la CXG, al simular una neoplasia
avanzada hepatobiliar, puede considerarse como inoperable
y condicionar tratamientos conservadores que restarian al
paciente, el beneficio de extirpar la enfermedad 2. Mas aun,
cuando la CXG presenta alta tasa de complicaciones, o puede
coexistir con estadios potencialmente curables; y ademas, ambas
presenten un riesgo potencial de desarrollo de cancer 3,

La AV puede ser una condicidn degenerativa secundaria a
presiones intraluminales elevadas en la vesicula™®, a causa de
obstruccion periddica intermitente del conducto cistico por
impactacion de calculos ! o por disfuncién neurogénical® Asi
como, la CXG podria desarrollarse como secuela de los SRA™Y
y/o Ulceras de la superficie mucosa 619121321 con extravasacion
intramural subsecuente de bilis espesa y mucina dentro de la
pared vesicular; causando una reaccion inflamatoria con formacion
de nddulos xantogranulomatosos intramurales por fagocitosis
de lipidos biliares 1322, En nuestro caso, las invaginaciones
provocadas por la AV, y el proceso inflamatorio crénico de la
CXG, probablemente favorecieron que se produzca la perforacion
vesicular, y su posterior complicacidn con absceso hepatico.

Asimismo, la rotura del revestimiento seroso de la vesicula
y la diseminacidon de la respuesta inflamatoria dan lugar a
adherencias con el higado, el duodeno y el colon transverso 3
Estas uUltimas presentes en nuestro caso, ya que, se evidencid
adherencias de epiplon e intestino, que al ser liberadas
mostraron una perforacion vesicular contenida, acorde a una
complicacién 2422 propia de la CXG.
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Ademas, la CXG puede confundirse con CVB intraoperatoriamente
debido al endurecimiento de la pared de la vesicula, infiltracién
en el parénquima hepdtico y adherencias densas con el colon,
el duodeno y el estémago *3; perforaciones 22 y fistulas con
estructuras adyacentes . Por eso, nuestro caso mostro, una
vesicula escleroatrofica, de paredes fibrosadas, edematosas,
con perforacion a nivel de bacinete.

Nosotros optamos por la colecistectomia abierta, por la urgencia
y disposicion de equipo, en un hospital dedicado a la atencién
de pacientes con COVID-19. Aunque, debido a las multiples
adherencias y la dificultad para identificar la anatomia normal,
algunos recomiendan un abordaje quirdrgico abierto 147,

Se debe preferir la colecistectomia completa por su coincidencia
con CVB y el riesgo de malignidad residual *+%., Ya que, el 3.2 %
de las AV se asocian con cancer precoz de vesicula™ y su tipo
segmentario es considerada una condicién preneoplasica
ademads, la coexistencia de CXG y CVB es del 3 % 12?4, oscilando
entre 0.2-15 % de los casos "¢, Asi también, la tasa de realizacién
de una cirugia inadecuada (cirugia abierta o reseccion del lecho),
con falso prediagnéstico de CVB durante la CL, es del 3 % .
Con este fin, si la inflamacion y la fibrosis se extienden al tejido
hepdtico adyacente y las estructuras del hilio hepético; el lecho
de lavesicula biliar y las estructuras adyacentes pueden incluirse
en la muestra de reseccion 'Y,

Ademas, durante la intervencion, se presento dificultad para la
diseccion del tridangulo de Calot !, por lo que, ademas del drenaje
del absceso, se realizd una colecistectomia parcial, igual que
otros reportes . Ya que, la misma, puede ser la Unica opcién
cuando la reseccion completa esimposible, el paciente no puede
tolerar una reseccidn prolongada; y existe un alto riesgo de
causar lesiones en las estructuras hiliares debido a la dificultad
significativa en la identificacion anatémica (142024,

Finalmente, el analisis de cortes congelados intraoperatorios es Util
para distinguir entre CXG y CVB #+%); e importante para evitar una
cirugia innecesariamente prolongada ! y excesiva (reseccion
con margenes libres y diseccién ganglionar regional)®* Pero,
debido a su mal prondstico, si persiste la sospecha, se debe
plantear cirugias amplias ¥, como la reseccién adicional del
segmento [VBy V, en los casos de infiltracidn hepatica, a pesar
del riesgo de morbilidad adicional 1**,

En conclusidn, la CXG y la AV son enfermedades raras, asociadas a
colelitiasis. Ademas, la CXG es confundida con el CVB y no existen
hallazgos clinicos, laboratoriales, ni imagenolégicos que por si
solos puedan diferenciarlos de forma confiable. En nuestro caso,
la asociacion de ambas y su complicacion con absceso hepatico,
hacen que sea particularmente excepcional. Requiriendo ambas,
cirugia e histopatologia para confirmarlas. Por lo tanto, deben
serincluidas en el diferencial de colecistitis crénicas y sospechas
de CVB; ademds de considerar el uso de la RM para completar
su estudio, ya que puede ser confirmatorio, y asi poder evitar
cirugias prolongadas y complejas.
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