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Perforacion espontanea neonatal de ileon
proximal secundaria a angiodisplasia intestinal:
Reporte de un caso.
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Resumen

Introduccion. Las perforaciones gastrointestinales del recién nacido, sin factores etiopatogénicos se denomi-
nan “perforaciones intestinales espontaneas”y afectan a neonatos sanos.

Caso Clinico. Recién nacido masculino, pretérmino tardio, peso normal para su edad gestacional. Producto de
la gesta 2, para 2, control prenatal irregular, toxicomania positiva para cocaina en la madre. A los 3 dias de vida
inicia con fiebre, apnea, distension abdominal y eritema periumbilical, sonda orogastrica con liquido gastro-
biliar. Radioldgicamente con aire libre subdiafragmatico y distension de asas intestinales. Al cuarto dia se realiza
laparotomia exploradora. Hallazgos: perforacion focalizada de 2 mm en ileo proximal a 12 cm del angulo de
Treitz. Se realiza reseccion del segmento afectado y anastomosis termino-terminal.

Discusion. La perforacidn intestinal espontanea, se refiere a una perforacion sin una causa demostrable en
ileon terminal. En el presente caso, la etiologia de la perforacién fue por angiodisplasia intestinal, no reportada
en la literatura médica como causa de perforacion intestinal espontanea de ileon proximal.

Conclusiones. Debe hacerse diagndstico diferencial de angiodisplasia intestinal en la perforacion intestinal es-
pontanea en el recién nacido. Las tinciones de hematoxilina y eosina, tricromico de Masson, fibras elasticas,
inmunoreaccién con anticuerpos monoclonales para actina, vimentina, CD 31, CD 34, y Ulex europaeus son
Utiles para un diagndstico certero.

Palabras clave: Perforacion Espontanea, Neonato, Angiodisplasia Intestinal, Neumoperitoneo.

Spontaneous neonatal perforation of the proximal ileum secondary to intes-
tinal angiodysplasia: A case report.

Abtract

Introduction. Gastrointestinal perforations of the newborn, without etiopathogenic factors, are called “sponta-
neous intestinal perforations’, and affect healthy infants.

Clinical case. Newborn male, late preterm, normal weight for gestational age. Product second pregnancy, se-
cond birth, irregular prenatal control, drug addiction positive for cocaine in the mother. At 3 days of life he
begins with fever, apnea, abdominal distension and periumbilical erythema, orogastric tube with gastro-biliary
fluid. Radiologically with subdiaphragmatic open air and distension of intestinal handles. On the fourth day an
exploratory laparotomy is performed. Findings: 2 mm focused perforation in ileus proximal to 12 cm from Treitz
angle. Resection of the affected segment and end-to-end anastomosis is performed.

Discussion. Spontaneous intestinal perforation refers to a perforation without a demonstrable cause in the
terminal ileum. In the present case, the etiology of the perforation was due to intestinal angiodysplasia, not
reported in the medical literature as a cause of spontaneous intestinal perforation of the proximal ileum.
Conclusions. Differential diagnosis of intestinal angiodysplasia should be made in spontaneous intestinal per-
foration in the newborn. Hematoxylin and eosin stains, Masson'’s trichrome, elastic fibers, immunoreaction with
monoclonal antibodies to actin, vimentin, CD 31, CD 34, and Ulex europaeus are useful for an accurate diagno-
sis.

Keywords: Spontaneous Perforation, Infant, Newborn, Angiodysplasia, Pneumoperitoneum
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Introduccion

Las perforaciones gastrointestinales en el recién
nacido, en las que no se encuentran factores
etiopatogénicos conocidos se denominan “per-
foraciones intestinales espontaneas” (PIE), ya
que generalmente afectan a neonatos sanos y su
etiologia es desconocida.! La incidencia de perfo-
racion intestinal espontanea es de 2-3% en recién
nacidos con muy bajo peso al nacer y 5% en ex-
tremadamente bajo peso al nacer.? El factor de
riesgo mas conocido para perforacion intestinal
espontanea es la prematurez.®

Las teorias para explicar la etiologia de la perfo-
racién intestinal espontdnea, incluyen un defec-
to congénito de la capa muscular, con mucosa y
submucosas integras y necrosis isquémica de la
pared intestinal secundaria a hipoxia y/o asfixia
perinatal. Estos dos posibles factores etiopato-
génicos explicarian mds del 50% de los casos. La
exposicion a dexametasona, indometacina, utili-
zacion de catéteres umbilicales, menor edad ges-
tacional y peso neonatal bajo, se relacionan de
forma mas frecuente con perforacion intestinal
aislada.* Los pacientes expuestos a surfactante
y agentes inotrdpicos, también tienen un mayor
riesgo de perforacién intestinal espontanea. El
inicio de la alimentacién antes del desarrollo de
la perforacién intestinal espontanea y hemorra-
gia intraventricular > grado 3, también se asocian
a un mayor riesgo.> Los antigenos especificos de
Citomegalovirus (CMV) y el ADN de CMV son al-
tamente prevalentes en muestras intestinales de
bebés con enterocolitis necrosante, perforacion
intestinal espontanea y complicaciones quirurgi-
cas relacionadas.®

De acuerdo a la edad de presentacidn, se clasifi-
can como:

1.- Precoces

a) Se presenta antes de la primera semana de
vida.

b) Generalmente son primarias y los factores
predisponentes son: sexo masculino, embarazo
gemelar, estrés fetal, consumo de cocaina en la
madre. 78

c) Pretérminos extremadamente bajos de peso al
nacer, relacionados con factores de riesgo como:
corioamnionitis, exposicién postnatal a esteroi-

des con o sin indometacina, '° en neonatos de
término se asocia con asfixia al nacer. >1?

2.- Tardias

Las tardias, se presentan después de la primera
semana de vida, habitualmente asociadas a sep-
sis bacteriana o fungica, al uso de catéter arterial
umbilical, a algunos tratamientos farmacoldgicos
como la administracion de indometacina, corti-
coides y a la apertura ductal. 37

De acuerdo a la literatura, el tratamiento quirurgi-
co con anastomosis primaria mejora la sobrevida
de los pacientes.’® El factor de riesgo mas impor-
tante para perforacién intestinal espontanea es el
peso extremadamente bajo al nacer en el 75% de
los casos. El ileon distal, es el sitio de perforacion
mas frecuente (88%). Aproximadamente, el 40%
desarrolla hemorragia intraventricular con mayor
frecuencia antes de la perforacidn intestinal es-
pontanea. *°

El objetivo del presente articulo, es presentar
un caso de perforacion intestinal espontanea de
ileon proximal en un recién nacido de término, sin
factores de riesgo para la enfermedad, ocasiona-
da por angiodisplasia intestinal.

Caso Clinico

Recién nacido masculino que ingresa a la Unidad
de Cuidados Intensivos Neonatales a los tres dias
de vida; con los diagndsticos de pretérmino tar-
dio, de 36 semanas de gestacién, producto de la
segunda gesta, peso adecuado para su edad ges-
tacional, taquipnea transitoria del recién nacido,
hiperbilirrubinemia por incompatibilidad a grupo
(madre A Rh positivo; paciente AB Rh positivo),
perforacion intestinal espontdnea, sepsis neona-
tal temprana.

Antecedentes heredofamiliares: madre de 20
afios de edad, estado civil unién libre, escolari-
dad primaria completa, ocupacién ama de casa,
religiéon catdlica, niega enfermedades crénico-
degenerativas, toxicomanias positivas (cocaina,
marihuana, alcohol e inhalantes), grupo sangui-
neo: A Rh positivo. Padre de 22 afos de edad,
escolaridad bachillerato terminado, empleado de
un restaurante, religion catodlica, niega toxicoma-
nias, enfermedades crénico degenerativas, des-
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conoce su grupo sanguineo. Hermano de 2 afios
aparentemente sano.

Antecedentes prenatales: producto de la gesta 2,
para 2, control prenatal irregular a partir del 5¢
mes de gestacion, solo 2 consultas, ingesta de aci-
do félico y sulfato ferroso a partir del quinto mes
de gestacidn; ultrasonido obstétrico al 52 mes de
gestacidn reportado normal, niega cervicovagini-
tis, diabetes mellitus, infeccion de vias urinaria,
enfermedad hipertensiva del embarazo y ame-
nazas de parto prematuro. Con antecedente de
amenaza de aborto en una ocasién la cual remite
sin especificar tratamiento.

Padecimiento actual: nace via vaginal el dia
12/03/19 a las 01:38 horas, llora y respira al na-
cer, Apgar 8/9, peso 3,230 g, talla 46 cm, PC: 30
cm, PT: 31 cm, PA: 25.5 cm, Pie: 7.5 cm, Capurro
36 semanas de gestacion. Evoluciona con dificul-
tad respiratoria a expensas de aleteo nasal y tiros
intercostales por lo que se inicia tratamiento con
oxigeno con casco cefdlico y se ingresa con diag-
ndstico de taquipnea transitoria del recién nacido,
Silverman-Andersen 2. A la exploracion fisica se en-
cuentra, reactivo a estimulos, hidratado, adecuada
coloracion de tegumentos, sin malformaciones.
Cabeza normocéfalo, sin hundimientos ni exos-
tosis. Pabellones auriculares bien implantados,
conductos auditivos permeables, globos ocula-
res simétricos, reflejos pupilares normales, ca-
vidad oral integra, reflejo de succién y busqueda
presentes; campos pulmonares bien ventilados,
ruidos cardiacos ritmicos sin agregados, pulsos
periféricos presentes en las 4 extremidades; ab-
domen blando, depresible, sin megalias, peris-
talsis presente; extremidades con llenado capilar
inmediato, conserva tono muscular para su edad,
sin movimientos anormales; genitales normales,
eséfago y ano permeables. En las primeras 24 ho-
ras, se inicia la via oral con leche materna, pre-
senta un pico febril de 38 °C, sin complicaciones.
A los 3 dias de vida presenta fiebre, y apnea que
remite a la estimulacidén tactil, distensién abdomi-
nal y eritema periumbilical, la sonda orogdstrica
con liquido gastrobiliar; se inicia tratamiento con
cefotaxima-clindamicina. Radiolégicamente se
observo aire libre infradiafragmatico, el signo del
triangulo y distensién de asas intestinales (Figura
1). Se ingresa a la Unidad de Cuidados Intensivos
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Neonatales (UCIN) donde evoluciona con dete-
rioro respiratorio que requiere apoyo ventilatorio
mecanico. A los 4 dias de vida se realiza laparo-
tomia exploradora, con los siguientes hallazgos:
perforacidn focalizada de 2 mm en ileo proximal,
a 12 cm del dngulo de Treitz, en una zona isquémi-
ca de 2 cm (Figura 2). Se realiza reseccion del seg-
mento afectado y se realiza anastomosis termino-
terminal de ileon proximal. Se extuba en forma
electiva a las 36 horas de la cirugia, su evolucion
fue adecuada, a las 48 horas la sonda orogastrica
drena liquido de cardcter gastrico escaso. Cinco
dias después de la cirugia se inicia la alimentacion
oral con leche materna, la cual tolera en forma
adecuada, se egresa del hospital a los 16 dias de
vida extrauterina sin complicaciones.

Discusion

El término perforacidn intestinal espontdnea, su-
giere una perforacion en el tracto gastrointestinal
de un recién nacido sin una causa demostrable
que se encuentra tipicamente en el ileon termi-
nal, % siendo el factor de riesgo mas conocido la
prematurez.

Figura 1. Muestra radiografia toracoabdo-
minal, con aire libre de localizacion infra
diafragmatica (Flechas negras), signo del
triangulo (Flechas blanca) y distencién de
asas intestinales (Estrella blanca).
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Figura 2. Segmento de ileon, se observa
perforacion focalizada de 2 mm (flecha de
color blanca) en ileo proximal a 12 cm del
angulo de Treitz, en una zona isquémica de
2 cm (flechas de color negro).

El presente caso se trata en un recién nacido pre-
término tardio con peso de 3,230 gramos, normal
para su edad gestacional, eutrdéfico. El sitio de
perforacidn se encontré en el ileon proximal a 12
cm del angulo de Treitz. Sitio poco frecuente de la
perforacidn intestinal espontanea neonatal.

De acuerdo, con la clasificacion de la perforacidon
intestinal espontanea se trata de una perforacion
precoz y primaria, porque se presento en la pri-
mera semana de vida, en un paciente del sexo
masculino con antecedente de toxicomania posi-
tiva para cocaina en la madre.

La perforacion de ileon proximal en este paciente
presento signos radioldgicos de neumoperitoneo
como lo demuestra la radiografia de abdomen
mostrada en la figura. El neumoperitoneo neo-
natal es una emergencia quirurgica y el resultado
puede ser letal si el problema no se aborda de
manera temprana. La enterocolitis necrotizante
sigue siendo la causa principal; 2! la perforacion
gastrica neonatal también es una causa de neu-
moperitoneo.?? El neumoperitoneo no relaciona-
do con enterocolitis necrotizante, es causado por
perforacidn intestinal espontanea, malformacion
anorectal, enfermedad de Hirschsprung, atresia
ileal, hernia inguinal encarcelada e ileo meco-
nial.2? El neumoperitoneo presentado en este
paciente fue ocasionado por perforacion de ileon
proximal, en un paciente de término sin factores

Figura 3. Preparacion histoldgica con hema-
toxilina y eosina de la pared de ileon proximal
perforada, donde se observa proliferacion de
vasos ectasicos de paredes delgadas revesti-
dos por endotelio (*) (10X).

de riesgo con una perforacién Unica de 2 mm, en
una zona de isquemia de 2 cm, en el ileon proxi-
mal a 12 cm de angulo de Treitz, sitio poco comun
para la perforacién intestinal neonatal esponta-
nea (Figura 2).

Los lactantes afectados tienen una estabilidad
clinica relativa en las primeras etapas, sin signos
ni sintomas sistémicos de enfermedad grave. No
tienen caracteristicas radioldgicas de neumato-
sis intestinal y gas venoso portal como se ve en
enterocolitis necrotizante. La aspiracion del neu-
moperitoneo en pacientes clinicamente estables
sin evidencia de peritonitis ha sido reportada con
buenos resultados.?

En el presente caso, el paciente presentd dificul-
tad respiratoria y fiebre, ameritando ventilacién
mecdnica y laparotomia exploradora por neumo-
peritoneo. Los hallazgos quirdrgicos mostraron
una zona isquémica de 2 cm con una perforacion
de 2 mm en el ileon proximal. La perforacion intes-
tinal espontanea, se caracteriza por una perforacion
aislada sin necrosis circundante o infiltrado de neu-
tréfilos, a menudo acompafiada de un adelgaza-
miento focal o ausencia de la muscularis propia.*
Las teorias para explicar la etiologia de la perfo-
racion intestinal espontanea, incluyen un defec-
to congénito de la capa muscular, con mucosa y
submucosas integras y necrosis isquémica de la
pared intestinal secundaria a hipoxia y/o asfixia
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perinatal. Estos dos posibles factores etiopatogé-
nicos explicarian mas del 50%. ¢

En el presente caso la etiologia de la perforacion
neonatal espontanea fue por angiodisplasia in-
testinal. Patologia poco frecuente como causa de
perforacidn neonatal espontanea.

Desde el punto de vista anatomopatoldgico, la
identificacion histoldgica de las angiodisplasias es
dificil por lo que es necesario recurrir a técnicas
especiales como inyeccién de la vasculatura co-
I6nica con goma de silicona, después las células
se deshidratan con concentraciones en aumento
de alcohol, la pieza se depura con glicerol y se le
examina en un estereomicroscopio de diseccidn,
con esta técnica se ha reportado angiodisplasias
en el 100% de los casos. En el microscopio, las an-
giodisplasias se observan como vasos de paredes
delgadas, distorsionados y dilatados, revestidos
por endotelio y menos frecuentemente por una
pequeia capa de musculo liso. Por su estructura
parecen ser venas, vénulas y capilares ectasicos.”’
El estudio anatomopatoldgico del ileon, mues-
tra una lesion caracterizada por proliferacion de
vasos sanguineos ectdsicos de paredes delgadas
revestidos por endotelio. La evaluacién histologi-
ca ideal debe realizarse con tinciones de hema-
toxilina y eosina, tricromico de Masson vy fibras
elasticas, inmunoreacciéon con anticuerpos mo-
noclonales para actina, vimentina, CD 31, CD 34
que son positivos en arterias y venas, y negati-
vas en linfaticos. Para marcar el endotelio vas-
cular se puede utilizar factor VID y Ulex euro-
paeus. En este paciente, solo se realizo tincién
con hematoxilina y eosina, por no contar con
los recursos para realizar las pruebas especifi-
cas para vasos sanguineos antes mencionadas
(Figura 3).

El manejo 6ptimo de los pacientes con angio-
displasia es incierto y debe ser individualizado,
dependiendo de la severidad y las tasas de re-
sangrado. Un abordaje médico conservador esta
indicado en la mayoria de los pacientes, mientras
el tratamiento endoscdépico no parece modifi-
car el riesgo de hemorragia recurrente; en este
caso, la cirugia todavia representa el tratamiento
definitivo. Sin embargo, el riesgo de resangrado
posterior varia de acuerdo a la literatura del 5 al
30%. %8
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De acuerdo con su localizacién, la angiodisplasia
intestinal se ha clasificado en tres tipos:

Tipo 1: localizada en el colon derecho en pacien-
tes mayores de 55 afios.

Tipo 2: localizada en el intestino delgado en pa-
cientes menores de 50 afios.

Tipo 3: asociada a telangiectasia hemorragica he-
reditaria (sindrome de Rendu-Osler-Weber). %

El 95% de los afectados por el sindrome de Ren-
du-Osler-Weber presentan epitaxis recurren-
tes, con edad media de comienzo a los 12 afios
e incremento progresivo del sangrado nasal en
frecuencia y severidad. Generalmente, se pre-
senta asociado a malformaciones arteriovenosas
pulmonares y/o multiples telangiectasias en siste-
ma gastrointestinal, manos, cara, cavidad oral y
afectacion de otras visceras. El diagndstico conti-
nua basandose en la presencia de signos clinicos
compatibles junto con la historia familiar. 3! Clini-
camente, no se documenta sindrome de Rendu-
Osler-Weber en el paciente motivo de este reporte.
La angiodisplasia, es la malformacion vascular mas
comun del tracto digestivo. Se trata de un acimulo
anomalo de vasos dilatados, con la pared adelgaza-
day fragil, por lo que pueden romperse con relativa
facilidad. Se puede detectar en la pared interna en
multiples lugares del tubo digestivo (estémago, in-
testino delgado e intestino grueso). El 40-60% de los
pacientes tienen mas de una angiodisplasia, tipica-
mente agrupadas en la misma localizacion e incluso,
el 20% pueden tener concomitantemente angiodis-
plasias en otros lugares del tubo digestivo. 3!

La evolucién 5 meses después es adecuada con
un crecimiento y desarrollo normal. Sin eventos
de sangrado del tubo digestivo.

Conclusiones

1.-Se debe tener presente la posibilidad de an-
giodisplasia intestinal en la perforacién intestinal
espontanea en el recién nacido.

2.-Es indispensable contar con tinciones de he-
matoxilina y eosina, tricrdmico de Masson vy fi-
bras eldsticas, inmunoreaccién con anticuerpos
monoclonales para actina, vimentina, CD 31, CD
34, y Ulex europaeus para un diagndstico certero.
3.-La tincidn de hematoxilina y eosina puede ayu-
dar a establecer el diagnostico al evidenciar las
anomalias vasculares del intestino.
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