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RESUMEN

Introduccion. Los aneurismas espldcnicos son excepcionales en la
edad pedidtrica. La elevada mortalidad por rotura justifica su tratamien-
to, existiendo diversas opciones terapéuticas entre las que destacan la
cirugia y, recientemente, el tratamiento endovascular.

Caso clinico. Paciente de 11 afios que presentd dolor abdominal
stbito y caida del hematocrito. La angio-TC abdominal urgente mostré
un aneurisma sacular de la arteria mesentérica superior (AMS) a 4 cm
del ostium con diseccion de la luz y signos de sangrado activo. Se realizé
una angiografia que confirmé el aneurisma. Se colocé un stent autoex-
pandible en el tronco principal de la arteria mesentérica superior con
replecion del aneurisma con microcoils y Onyx, sin evidenciar perfusion
residual de la falsa luz y comprobando una adecuada vascularizacion
tanto distal como de las ramas yeyuno-ileales. Se instauré doble anti-
agregacion con AAS y dipiridamol. Tras 24 meses de seguimiento se
encuentra asintomdtica.

Comentarios. El tratamiento endovascular es efectivo en el paciente
pedidtrico, incluso en situaciones de emergencia.

PavLaBras CLAVE: Aneurisma espldcnico; Pediatria; Aneurisma arteria
mesentérica; Rotura/aneurisma.

RUPTURE OF A SUPERIOR MESENTERIC ARTERY ANEURYSM IN PEDIATRIC
AGE: CASE REPORT AND LITERATURE REVIEW

ABSTRACT

Introduction. Splanchnic artery aneurysms are rare in children.
High mortality from rupture justifies its treatment, with various thera-
peutic options among which stand out surgery and recently, endovascular
treatment.

Case report. A 11 year old girl presented with abdominal pain
and sudden drop in hematocrit. The urgent abdominal CT angiography
showed a saccular aneurysm of the superior mesenteric artery (SMA)
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at 4 cm from the ostium with dissection and active bleeding. A selective
angiography was performed which confirmed the dissection. A self-ex-
panding stent was placed in the main trunk of the SMA and a transcath-
eter coil and onyx embolization of the aneurysm was performed. The
control angiogram showed no evidence of residual perfusion of the false
lumen and demonstrated proper vascularization of the distal jejunum-
ileal branches. Dual antiplatelet therapy with aspirin and dipyridamole
was begun. After 24 months of follow-up the patient is asymptomatic.

Comments. Endovascular treatment of a SMA aneurysm is effective
in the pediatric patient, even in emergency situations.

Key Worbps: Splanchnic aneurysm; Children; Mesenteric artery aneu-
rysm; Ruptured/aneurysm

INTRODUCCION

Los aneurismas espldcnicos son extremadamente raros en
adultos, pero atin mds en la edad pedidtrica, representando el
0,1% de todos los aneurismas vasculares-4. Involucran mas
comunmente la arteria hepatica y esplénica, siendo la arteria
mesentérica superior (AMS) la menos afectada®. Entre los
factores etioldgicos destacan los trastornos del tejido conectivo
como el tipo vascular del sindrome de Ehlers-Danlos (SED),
la causa infecciosa y los traumatismos®9. Debido a la alta
morbilidad y mortalidad asociadas a la reparacion después de
la rotura, en la actualidad se recomienda la cirugia electiva
en la mayoria de los casos®?. La rotura del aneurisma es la
complicacion més frecuente y se asocia a una elevada morta-
lidad (20 a 100%)@. La cirugia abierta ha sido cldsicamente
el tratamiento de eleccion aunque los avances en las técnicas
endovasculares, menos invasivas, la han convertido en la ac-
tualidad en un tratamiento de primera linea"+>7.

Hasta la fecha solo se han publicado 8 casos de aneurismas
de la AMS en niflos y solo 3 de ellos fueron tratados por via
percutdnea (Tabla [)3-0813).,

Presentamos el caso de una nifia de 11 afios diagnosticada
de una rotura de un aneurisma de AMS que se tratd por via
percutdnea.
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Tabla I. Casos pediatricos de aneurisma de la AMS descritos en la literatura.
Edad
(afios)  Sexo Etiologia Forma de presentacion — Tratamiento Evolucion
Detroux y cols.® 13 F  Desconocida Rotura Cirugfa (reseccion + Buena evolucién
(sospecha displasia injerto venoso autologo)
fibromuscular)
Michalsky y 12 F  Desconocida Rotura Cirugfa (reseccion + Buena evolucion
cols.® injerto venoso aut6logo)
De Leeuw y 9 M  Sindrome de Ehlers- Dolor abdominal sin Intento de tratamiento Exitus
cols.(10 Danlos signos de rotura percutdneo que fracasé
Oechsle y cols.® 10 F  Desconocida Rotura Inyeccion percutdneade  Buena evolucién
(sospecha SED no trombina guiada por US
confirmado)
Chistophe y 6 F  Origen infeccioso- Rotura Cirugfa (sutura) Buena evolucién
cols.(H embolia séptica por

endocarditis bacteriana

Ruddy y cols.1? 16 F  Desconocida Dolor abdominal sin Cirugfa (reseccion + Buena evolucion
(sospecha de origen signos de rotura injerto venoso aut6logo)
micotico)

Kahn y cols.© 12 F  Tuberculosis Sangrado digestivo Embolizacién percutdnea  Buena evolucion
gastrointestinal con coils

Volpe y cols.( 14 F  Origen infeccioso- Asintomdtico Cirugia (aneurismorrafia) ~ Buena evolucién
embolia séptica por
endocarditis bacteriana

CASO CLINICO

Paciente mujer de 11 afios, sin antecedentes de interés,
que acudi6 a urgencias de otro centro por dolor abdominal de
inicio stbito. La anamnesis no reveld traumatismo reciente
y no presentaba otros sintomas asociados. La exploracion
abdominal mostrd una defensa abdominal generalizada. En la
analitica realizada de urgencias se evidencid una hemoglobina
de 8,1 g/d y un recuento de leucocitos normal. La ecografia
abdominal urgente revelé un hemoperitoneo moderado por lo
que se solicité una angio-tomografia computarizada (angio-
TC) urgente que informd de la ruptura de un aneurisma sacular
de la AMS (3x2,1x2 cm) a 4 cm del ostium adrtico y con
signos de sangrado activo al peritoneo (Fig. 1), motivo por el
cual fue remitida a nuestro hospital con cardcter urgente. A su
llegada la paciente se mantuvo estable hemodindmicamente
y fue trasladada de inmediato a la sala de angiorradiologia.
La arteriografia transfemoral corrobor6 la existencia de un
aneurisma disecante de la AMS a unos 4 cm del ostium con
sangrado activo (Fig. 2A). En el mismo acto se colocé un
stent autoexpandible con posterior replecion del aneurisma
con microcoils y Onyx a través de la malla del stent, sin
evidenciar perfusion residual de la falsa luz y con una ade-
cuada permeabilidad tanto de las ramas distales como de las
arteriales yeyuno-ileales con origen en el segmento de tronco
principal mesentérico aneurismético (Fig. 2B).
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Figura 1. Angio-TC urgente que evidencia un aneurisma de la AMS a
4 cm del ostium, con signos de sangrado.

La angio-TC de control a las 48 horas no revelé com-
plicaciones y no se evidencid permeabilidad de la falsa luz.
Tras el procedimiento se inicié doble antiagregacién con
acido-acetilsalicilico (AAS) y dipiridamol. Se realizé un
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Figura 2A. Arteriograffa transfemoral que muestra el aneurisma di-
secante del tronco principal de la AMS con signos de extravasacién
activa de contraste y el origen de las ramas yeyuno-ileales a nivel de
la zona del aneurisma.

ecocardiograma y una angio-TC cerebral como screening
de aneurismas en otras localizaciones, ambos con resultado
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normal. La paciente evoluciond favorablemente y fue dada de
alta a domicilio a los 10 dfas del procedimiento sin presentar
complicaciones.

Dada la historia personal de hiperlaxitud y bajo la sospe-
cha de un trastorno del tejido conectivo, se realizaron andlisis
genéticos y bioquimicos. El SED, incluyendo el tipo vas-
cular, fue excluido después de un andlisis molecular de las
mutaciones en los genes que codifican el coldgeno V alfa-1
y alfa-2. La historia familiar de SED u otros trastornos del
tejido conectivo fue negativa.

Los controles ecogrificos posteriores bimensuales evi-
denciaron correcta permeabilidad del stent. A los 6 meses del
procedimiento se suspendi6 el dipiridamol y en la actualidad
sigue en tratamiento con AAS. Tras 24 meses se seguimiento
la paciente se encuentra asintomadtica y el stent es permeable.

DISCUSION

Los aneurismas de las arterias viscerales son extrema-
damente raros en la infancia y la AMS es la menos comiin-
mente afectada constituyendo el 8% de todos los aneurismas
esplacnicos-9).

La mayoria de los aneurismas de AMS son de origen
arterioesclerético y suelen darse en adultos mayores de 50
anos¢719_En nifios, los trastornos del tejido conectivo con-
génitos, entre los que el SED es el mds frecuente, y las infec-
ciones (micéticas y tuberculosas) se consideran los principales
factores etiologicos6810), Otras causas menos frecuentes son
los traumatismos y el embolismo séptico secundario a endo-
carditis. Sin embargo, en el 50% de los casos publicados en
la literatura la etiologia es desconocida.

gy

Figura 2B y 2C. Control post-
colocacién de un stent autoex-
pandible en el tronco princi-
pal de la AMS y replecion del
aneurisma con microcoils 'y
Onyx, con cese del extravasa-
do de contraste y permeabili-
dad de las ramas de la AMS.
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Clinicamente la mayoria de los aneurismas viscerales
son asintomdticos y se detectan de forma incidental®-1415), Al
contrario, los aneurismas de la AMS se suelen presentar de
forma sintomdtica hasta en un 70-90% siendo el dolor abdo-
minal el sintoma mds frecuente y que se atribuye a isquemia
mesentérica o expansion del aneurisma®-"-19). La presentacion
en forma de shock hipovolémico por rotura del aneurisma se
considera menos frecuente aunque alcanza el 50% en las series
pedidtricas publicadas. Para estos casos la literatura en adultos
revela una la tasa de mortalidad muy elevada (35-100%)(7.
Sin embargo, el 100% de los casos de rotura descritos en la
edad pedidtrica han sobrevivido, aunque esto puede deberse
a un sesgo muestral.

La evolucidn en las técnicas de imagen en los tltimos
afios ha contribuido a un diagnéstico mds precoz, mejorando
as{ la supervivencia de estos pacientes. Existe controversia
sobre si es necesario tratar todos los aneurismas, incluso los
asintomaticos, o si se puede adoptar una conducta expectan-
te(1415.18) [ a mayoria de los autores recomiendan la cirugia
electiva de todos los aneurismas de AMS dada la alta morbili-
dad y mortalidad asociadas con la reparacién por rotura®>14),
Otros indican la reparacion solo de aquellos aneurismas de
mds de 2 cm de tamaiio, los sintométicos o aquellos que en
los que se evidencia un crecimiento progresivo!”. No exis-
ten recomendaciones en nifios sobre cudles deberfan ser las
indicaciones de tratamiento.

Histéricamente, la cirugia se consideraba el tratamiento
de eleccién de los aneurismas de AMS. Stevenson realizé los
primeros intentos de reparacion en 1895, pero no fue hasta
1953 cuando el primer éxito de reparacion de un aneurisma
de AMS se comunicé por De Bakey y Cooley!®. Entre las
técnicas utilizadas destacan la colocacion de un injerto venoso
o protésico, la aneurismorrafia, ligadura simple o el reimplante
de la AMS@#51620 E] injerto de vena safena autdloga es el
conducto preferido en el contexto de un aneurisma infectado,
aunque algunos autores consideran que es insatisfactorio debi-
do ala elevada tasa de acodamiento®. En caso de no lograr la
revascularizacion, es de vital importancia valorar la viabilidad
intestinal intra y postoperatoria. En los dltimos afios se han
publicado las primeras reparaciones por técnica endovascular
con éxito en pacientes adultos!31820), Esta técnica es menos
invasiva que la cirugia abierta y se asocia a menor morbilidad
con tasas de éxito similares. Las técnicas mds utilizadas son
la embolizacién con coils del aneurisma con o sin colocacién
de una endoprdtesis. Estas técnicas pueden combinarse en un
mismo paciente como en el caso de nuestra paciente. Las prin-
cipales complicaciones son la oclusién de ramas principales
de la AMS provocando isquemia intestinal y la trombosis del
stent. Solo se han descrito 3 casos en la literatura pedidtrica
de AMS tratados por via percutdnea y en ninguno de ellos se
ha combinado la embolizacién con microcoils y Onyx con un
stent autoexpandible®610. Kahn y cols. describen el caso de
una paciente de 12 aflos con un aneurisma de una rama yeyu-
nal de la AMS secundario a una tuberculosis gastrointestinal
que provocaba un sangrado endoluminal y que se emboliz6
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con éxito con coils®. De Leeuw y cols. publicaron el caso de
un nifio con SED y un aneurisma de la AMS que se intent6
tratar por via endovascular9. Durante el procedimiento se
produjo la rotura del mismo, por lo que se realiz6 una lapa-
rotomfa urgente y ligadura de 1a AMS. El paciente desarrolld
isquemia intestinal severa y fallecié de un fallo multiorgdnico
dias después. Oechsle y cols. describieron un caso de aneu-
risma de AMS que se tratd con éxito mediante una inyeccion
percutdnea de trombina guiado por ultrasonido con éxito®.

No existen recomendaciones sobre la pauta de antiagre-
gacion en caso de colocar un stent endovascular en pacientes
pediétricos. En nuestro caso se ha mantenido doble antiagre-
gacion con AAS y dipiridamol durante 6 meses, que es el
tiempo en el que supuestamente se produce la endotelizacion
del stent. En la actualidad permanece en monoterapia con AAS
sin signos de trombosis del stent en las ecografias de control.

En conclusidn, se trata de una patologia muy infrecuen-
te en la edad pedidtrica cuya etiologia en muchos casos es
incierta. Hasta el 50% de los casos debutan con rotura del
aneurisma, aunque la supervivencia parece ser superior a la
poblacién adulta. El tratamiento endovascular puede ser una
buena opcidn terapéutica menos invasiva que la cirugia y
asociada a resultados excelentes.
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