Anales de Radiologia México 2015;14:123-128.

Perforacion de la vesicula biliar
asociada con hydrops vesicular
como manifestacion atipica de la
enfermedad de Kawasaki. Informe
de un caso

RESUMEN

Antecedente: la enfermedad de Kawasaki es una vasculitis de pequefios
y medianos vasos, de etiologia no bien definida. Actualmente es la causa
mas frecuente de cardiopatia adquirida en Jap6n y Estados Unidos; en
México no se conoce su incidencia. El hydrops vesicular se presenta
en 5 a 13% de los pacientes como una manifestacion atipica, aunque
el nimero de casos reportados se ha ido incrementando. Su asociacién
con perforacién es extremadamente rara.

Caso clinico: nifio de siete afios que inicio su padecimiento once dias
antes de su internamiento con fiebre elevada que no mejoraba con
tratamiento farmacolégico y dolor abdominal en hipocondrio derecho;
se sospechaba el diagnéstico de hepatitis. Se le realiz6 un ultrasonido
extrainstitucional que mostré hallazgos compatibles con hydrops vesi-
cular. A su ingreso al servicio de urgencias del Instituto Nacional de
Pediatria tenia fiebre, dolor abdominal, queilitis, conjuntivitis, fotofobia
e hiperemia conjuntival. Se efectu6 un nuevo ultrasonido evidenciando
soluciéon de continuidad de la pared del fondo vesicular que se co-
municaba con una coleccién en el espacio de Morrison y el espacio
pararrenal anterior, hallazgos corroborados por tomografia computada
y resonancia magnética. Fue intervenido quirdrgicamente con buena
evolucién y dado de alta en buenas condiciones.

Conclusiones: la presentaciéon del hydrops vesicular en la enfermedad
de Kawasaki antes de la aparicién de los criterios esenciales, asi como
su asociacién con perforacion es muy rara, motivo por el cual se pre-
senta este caso, para recordar esta forma inusual de presentacion y
las posibles complicaciones que ponen en riesgo la vida del paciente.

Palabras clave: enfermedad de Kawasaki, hydrops vesicular, perforaciéon
vesicular.

Perforation of the gallbladder associated
with gallbladder hydrops as an atypical
manifestation of Kawasaki disease. A case
report

ABSTRACT

Background: Kawasaki disease is a vasculitis of small and medium size
blood vessels, of poorly defined etiology. Today it is the most common
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cause of acquired heart disease in Japan and the United States; its
incidence in Mexico is unknown. Gallbladder hydrops occurs in 5 to
13% of patients as an atypical manifestation, although the number
of cases reported has increased. Its association with perforation is
extremely rare.

Clinical case: Boy age seven years in whom symptoms appeared ele-
ven days before hospitalization with high fever which did not improve
with drug therapy and abdominal pain in the right upper quadrant; a
diagnosis of hepatitis was suspected. An extra-institutional ultrasound
showed findings compatible with gallbladder hydrops. On admission
to the Instituto Nacional de Pediatria emergency ward he presented
fever, abdominal pain, cheilitis, conjunctivitis, photophobia, and con-
junctival hyperemia. Another ultrasound was taken evidencing solution
of continuity of the wall of the gallbladder fundus communicating
with a collection in the hepatorenal recess and the anterior pararenal
space, findings corroborated by computed tomography and magnetic
resonance. The patient underwent surgery with good evolution and was
discharged in good conditions.

Conclusions: The presentation of gallbladder hydrops in Kawasaki di-
sease prior to the appearance of the essential criteria, and its association
with perforation, is very rare, for which reason we present this case, to
revisit this unusual form of presentation and potential life-threatening
complications for the patient.

Key words: Kawasaki disease, gallbladder hydrops, gallbladder per-
foration.

INTRODUCCION
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mundial debido a su frecuente presentacion en

la edad pediatrica.!

La enfermedad de Kawasaki es una vasculitis

sistémica aguda, limitada a los vasos pequefios
y medianos, de etiologia no bien definida que
aparece preponderante mente en la infancia. Fue
descrita por primera vez en 1967 en una pobla-
cién pediatrica japonesa por el doctor Tomisaku
Kawasaki. Originalmente esta enfermedad fue
[lamada sindrome mucocuténeo del nédulo lin-
fatico. Su relacién con complicaciones cardiacas
fue reportada en 1968 por Takiro Yamamoto.

Los casos estudiados por Kawasaki fueron repor-
tados en 1974, desde entonces se ha convertido
en una enfermedad muy estudiada a escala

En México no se conoce la incidencia de la
enfermedad; sin embargo, el nimero de casos re-
portados se ha incrementado en los dltimos afios.
Se han establecido criterios diagnésticos para
esta enfermedad pero muchas veces la presen-
tacion clinica y los sintomas iniciales pueden no
ser caracteristicos, generando confusién y retraso
en el diagndstico. Algunos nifos pueden iniciar
el cuadro con una combinacién de manifestacio-
nes neurolégicas, renales y abdominales, entre
las cuales destaca el dolor abdominal agudo por
hydrops vesicular. Es importante tener en cuenta
estas inusuales manifestaciones de presentacién
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para realizar un abordaje diagnéstico oportuno
para no poner en riesgo la vida del paciente.

CASO

Nifio de siete anos de edad sin antecedentes
personales patoldgicos de importancia. Inici6
su cuadro clinico once dias antes de su ingreso
al Instituto Nacional de Pediatria con fiebre de
38.5°C; se le diagnosticé probable amigdalitis
y 48 horas después tuvo diarrea y vémito. Re-
cibi6 tratamiento con metronidazol (500 mg) y
ampicilina (500 mg/8 horas) por sospecha de
amebiasis o salmonelosis.

Los sintomas persistieron 72 horas y se agregaron
rechazo a la via oral y dolor en hipocondrio dere-
cho, por lo cual fue referido al Instituto Nacional
de Pediatria con sospecha de apendicitis. Se efec-
tud ultrasonido hepatico extrainstitucional que
demostré incremento de tamano de la vesicula
biliar con paredes delgadas, contenido anecoico,
asociado con liquido perivesicular, hallazgos
compatibles con hidrocolecisto. (Figura 1).

Se solicitoé perfil hepatico que se encontrd
alterado y se emitié el diagndstico de hepa-

Ves. Biliar

Figura 1. Ultrasonido en modo B: incremento en
el tamano de la vesicula biliar, paredes regulares y
liquido libre perivesicular.

titis infecciosa. El paciente fue egresado con
recomendaciones generales y tratamiento
con ibuprofeno. Tres dias después el paciente
regresé al servicio de urgencias con ataxia y
somnolencia asociados con queilitis, hiperemia e
inyeccién conjuntival y fotofobia. Los estudios de
laboratorio mostraron, principalmente, elevacion
de las enzimas hepdticas y de los reactantes de
fase aguda (Cuadro 1).

Durante su estancia en el servicio de urgencias se
solicité interconsulta al servicio de neurologia que
encontré datos compatibles con encefalopatia,
ataxia troncal y alteracién del estado de alerta,
por lo que se quizo descartar encefalitis viral y
se efectud puncion lumbar que resulté normal.

El paciente fue evaluado por el servicio de in-
munologia que frente a los datos de queilitis,

Cuadro 1. Resultados de los estudios realizados

Ingreso H  Posquirtrgico

Hemoglobina g/dL 10.6 10 12
Hematécrito % 31.3 29 37
Leucocitos 5900 5300 5900
Neutrdfilos totales 3900 3700 2500
Plaquetas x 103/UL 256 310 411
VSG mm/h 45 58 50
PCR mm/dL 11 10.9 0.89
Sodio mg/dL 127 136 136
TGP U/L 65 38 765
TGO U/L 211 74 636
FA U/L 199 117 223
GGT U/L 79 40 84
DHL U/L 432 210 458
Amilasa U/L 168 172 -
Lipasa U/L - 59 -
Albumina g/dL 2.2 2.6 3.4
Colesterol mg/dL 115 - -
Bilirrubina total mg/dL 1.41  0.98 0.13
Bilirrubina indirecta mg/dL  1.15 1 0.44
Bilirrubina directa mg/dL 026 0.17 0.13

DHL: colesterol de alta densidad; FA: fosfatasa alcalina; GGT:
gammaglutaril transpeptidasa; H: hospitalizacién; PCR: pro-
teina C reactiva; TGO: transaminasa glutdmico oxalacética;
TGP: transaminasa glutdmico pirtvica; VSG: velocidad de
sedimentacién globular. Fuente: elaboracién interna.
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inyeccién conjuntival, piuria estéril, hidro-
colecisto y meningitis aséptica emitieron el
diagnéstico de enfermedad de Kawasaki atipica.

Se inicio tratamiento con inmunoglobulina endo-
venosa (2 g/kg de peso), pulso de esteroide, dosis
de esteroide convencional (metilprednisolona
intravenosa 14 mg/8 horas) y ASA; los sintomas
remitieron en 48 horas. Un ecocardiograma no
evidencié datos de dilatacién de las arterias
coronarias ni datos de miocarditis, pericarditis
o compromiso de la funcién cardiaca.

Cuatro dias después de la administracién de
inmunoglobulina humana y esteroides persistian
el dolor abdominal en hipocondrio derecho y
la intolerancia a la via oral. Se efectué nuevo
ultrasonido (siete dias después del primero)
en nuestra institucion con un equipo General
Electric® Logiq 9 con transductor convexo mul-
tifrecuencia en tiempo real, en modo B y con
aplicacién del modo Doppler color, evidencian-
do solucién de continuidad en la pared del fondo
vesicular que se comunicaba con una coleccién
retroperitoneal limitada al espacio pararrenal
anterior y al espacio de Morrison (Figura 2).
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Figura 2. Ultrasonido en modo B: solucién de conti-
nuidad en la pared posterior de la vesicula por la cual
se evidencia extravasacion de bilis hacia la cavidad
abdominal.
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Se efectuaron tomografia computada, simple
y contrastada, y resonancia magnética que
corroboraron los hallazgos del ultrasonido,
concluyendo en una perforacion vesicular (Fi-
guras 3-5).

Después de obtener los resultados de los
examenes de gabinete el paciente fue interve-
nido quirdrgicamente por via laparoscépica;

Figura 3. Tomografia, reconstruccién tridimensional
volumétrica en corte coronal: vesicula biliar alargada
con defecto en la pared en el fondo que se continda
con coleccién de bilis.



Colomo-Padilla AL et al. Perforacion de la vesicula biliar en enfermedad de Kawasaki

~——V/ia biliar intrahepati

+—— Colédoco
Y

ular y rotura

Figura 4. Colangiorresonancia: solucién de con-
tinuidad del fondo de la vesicula y paso de bilis
intraperitoneal, asi como dilatacién de la via biliar
intrahepética y colédoco.

se encontré perforacién del fondo vesicular y
coleccién liquida intraperitoneal. Fue egresado
con mejoria clinica, afebril, con signos vitales
normales, tolerando la dieta al cien por ciento,
con tratamiento con ASA y sin complicaciones.
Evoluciond satisfactoriamente y fue dado de alta
sin complicaciones, con cita a los servicios de
Inmunologia y Cirugia General.

DISCUSION Y CONCLUSIONES

El diagndstico de la enfermedad de Kawasaki
se fundamenta en fiebre (normalmente muy
elevada, hasta 40°C) durante cinco o mas dias y
cuatro de cinco criterios cldsicos descritos desde
1967 por Tomisaku Kawasaki: hiperemia conjun-
tival no purulenta, lesiones orales que incluyen
glositis y estomatitis, adenopatia cervical (gene-
ralmente unilateral, mayor de 1.5 cm), exantema
inespecifico y cambios en las extremidades que
incluyen edema e hiperemia de palmas y plantas
en la fase aguda y descamacion de palmas y
plantas en la fase subaguda.

Muchas veces, durante la presentacion de la
enfermedad, no existen todos los criterios men-

Figura 5. Reconstruccién tridimensional volumétrica
de la imagen de la figura 4.

cionados, a esto se le denomina como forma
incompleta de la enfermedad; en otras ocasiones
hay signos o sintomas poco comunes, lo cual se
conoce como presentacion atipica.’ Dentro de
esta variedad las manifestaciones abdominales
son las mds comunes, entre ellas la alteracién
en la funcién hepatica y el hydrops vesicular.

El hydrops vesicular ocurre en 5 a 13% de los
pacientes con enfermedad de Kawasaki, usual-
mente durante las primeras dos semanas después
del diagnéstico. El hydrops vesicular antes de la
aparicion de los criterios esenciales es muy rara.
Esta manifestacion atipica de la enfermedad fue
descrita hace muchos aios, existen datos de pu-
blicaciones de asociacién del hydrops vesicular
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con la enfermedad de Kawasaki desde 1987;
algunos casos, en 1989, fueron sometidos a una
intervencioén quirdrgica antes de las manifesta-
ciones clasicas de Kawasaki.*

Adn no se conoce el mecanismo de produccion;
sin embargo se han postulado varias hipétesis.
La primera de ellas cita que el hydrops vesicular
ocurre después de un proceso de vasculitis en la
pared de la vesicula biliar, lo cual ha sido demos-
trado por el hallazgo de vasculitis en el higado de
la autopsia de 6 de 37 pacientes; también se des-
cribié la infiltracion de las células inflamatorias,
principalmente leucocitos polimorfonucleares y
eosindfilos, en los sinusoides y en el areas por-
tal, por lo general de localizacién en el lumen
de los conductos biliares. La segunda hipotesis
postula que la distensién se produce por la pre-
sencia de ganglios linfaticos circundantes, que
potencialmente pueden producir obstruccién del
conducto cistico.”

En los estudios de imagen probablemente los
hallazgos mas frecuentes del hydrops vesicular
estan caracterizados por distension de la vesicula
biliar, sin imagenes de calculos en su interior y
con paredes finas o discretamente engrosadas,
sensible a la palpacién local con el transductor
(signo de Murphy ultrasonogréfico [+]).°

El tratamiento de la enfermedad de Kawasaki con
gammaglobulinas intravenosas esta encaminado
a disminuir la inflamacién, con lo que se resuelve
también la inflamacién vesicular. En el Instituto
Nacional de Pediatria, hasta marzo del 2014,
se han presentado 314 casos de enfermedad de
Kawasaki, no se conoce el nimero de pacientes
con hydrops vesicular pero es el primer caso
reportado con rotura vesicular.

La perforacién de la vesicula biliar en los casos
de hydrops asociado con enfermedad de Kawa-
saki es extremadamente rara, hemos encontrado
s6lo un caso reportado en la literatura que
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data de 1983; John R. Sty y sus colaboradores
reportaron el caso de una nina de 2 afios y
medio con un cuadro clinico caracterizado por
dolor abdominal localizado en el hipocondrio
derecho, asociado con un tumor palpable de
6 x 6 cm aproximadamente, asociado con fiebre
y manifestaciones cutdneas como parte de la
presentacién de la enfermedad de Kawasaki.
Se le practicé un ultrasonido abdominal que
evidenci6 vesicula distendida asociada con una
coleccion loculada adyacente, también encon-
traron liquido libre intraperitoneal.”

Esta publicacién busca enfatizar la importancia
de realizar un diagnéstico clinico oportuno de
la enfermedad de Kawasaki atipica con dolor
abdominal en el hipocondrio derecho causado
por hydrops vesicular. El ultrasonido es el mé-
todo de imagen mas accesible y adecuado para
establecer el diagndstico y para tomar acciones
pertinentes y rapidas frente al dolor abdominal
causado por el hydrops vesicular y para evitar
complicaciones como la perforacién vesicular
descrita en nuestro paciente.
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