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PALABRAS CLAVE Resumen

Pseudotumor Antecedentes: El pseudotumor inflamatorio es una entidad poco frecuente, considerada como
inflamatorio; benigna, caracterizada por la proliferacion mesenquimal de células inflamatorias.

Neoplasias hepaticas; Caso clinico: Presentamos el caso clinico de un varén de 70 afos con sindrome febril de origen
Fiebre de origen desconocido, diagnosticado de abscesos hepaticos, que tras tratamiento antibioético no mejoro.
desconocido Se decidio realizar intervencion quirlrgica ante la sospecha de cancer de vesicula por image-

nes de tomografia computada abdominal, resefando la anatomia patoldgica intraoperatoria la
existencia de un pseudotumor inflamatorio.

Conclusion: El pseudotumor inflamatorio esta clinicamente clasificado en varios tipos segiin
su etiologia, variando las opciones de tratamiento en funcion de la misma. Es muy dificil su
diagnostico debido a la ausencia de sintomas o alteraciones hematoldgicas o radioldgicas espe-
cificos. El diagnodstico definitivo requiere a menudo una confirmacion histopatoldgica, en la
mayoria de los casos mediante puncion percutanea hepatica, pero a veces es necesaria una
laparotomia exploradora o incluso la realizacion de una hepatectomia para su confirmacion. La
historia natural del pseudotumor inflamatorio es su remision, por lo que se puede llevar a cabo
una actitud conservadora mediante controles periddicos hasta su resolucion o se puede tratar
con antibioticos, antiinflamatorios e incluso corticoides. La reseccion quirlrgica queda para la
persistencia de sintomas sistémicos no resueltos a pesar del tratamiento médico, en aquellas
situaciones en las que se evidencia crecimiento, con o sin sintomas, cuando esta implicado el
hilio hepatico y, por Gltimo, en caso de no poder descartar la posibilidad de malignidad.

© 2015 Academia Mexicana de Cirugia A.C. Publicado por Masson Doyma México S.A. Este es
un articulo Open Access bajo la licencia CC BY-NC-ND (http://creativecommons.org/licenses/
by-nc-nd/4.0/).

* Autor para correspondencia. Ctra. Don Benito-Villanueva, KM 3 06400 Don Benito, Badajoz. Telefono +34 924386800.
Fax: +34 924 38 68 01.
Correo electrénico: franonieva9@gmail.com (F.G. Onieva-Gonzalez).

http://dx.doi.org/10.1016/j.circir.2015.04.012
0009-7411/© 2015 Academia Mexicana de Cirugia A.C. Publicado por Masson Doyma México S.A. Este es un articulo Open Access bajo la
licencia CC BY-NC-ND (http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/).


dx.doi.org/10.1016/j.circir.2015.04.012
http://www.amc.org.mx
http://www.elsevier.es/circir
http://crossmark.crossref.org/dialog/?doi=10.1016/j.circir.2015.04.012&domain=pdf
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/
mailto:franonieva9@gmail.com
dx.doi.org/10.1016/j.circir.2015.04.012
http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/

pocumento aescargaao de nup.//WWW.EISevier.es el £o/11/ZU1o5. LOopla para uso personal, se pronioe la transmision ae esie aocumento por cuaiquier meaio o rormato.

152 F.G. Onieva-Gonzalez et al
KEYWORDS Inflammatory pseudotumour of the liver. Importance of intra-operative
Inflammatory histopathology
Pseudotumour;

Hepatic neoplasms;
Fever of unknown
origin

Abstract

Background: Inflammatory pseudotumour is a rare entity, considered benign, and characterised
by inflammatory cell mesenchymal proliferation.

Clinical case: The case is presented 70 year-old man with fever of unknown origin syndrome. He
was diagnosed with liver abscesses (one segment IV, adjacent to gallbladder fundus and segment
VI), who progressed slowly after antibiotic treatment. In the absence of a diagnosis, although
fine needle puncture-aspiration and different imaging tests were performed, elective surgery
was decided. The intra-operative histopathology reported the existence of an inflammatory
pseudotumour.

Conclusions: Inflammatory pseudotumours are clinically classified into different types according
to their aetiology, varying therapeutic management based on the same. It is very difficult to
diagnose because of the absence of symptoms, blood disorders, or specific radiological findings.
Definitive diagnosis often requires histopathological confirmation, in most cases by percuta-
neous liver puncture, but sometimes exploratory laparotomy or even performing a hepatectomy
for confirmation is necessary. The natural history of inflammatory pseudotumour is its regres-
sion; thus conservative management may be used through regular checks until resolution, or
can be treated with antibiotics, anti-inflammatories and even corticosteroids. Surgical resec-
tion is indicated for persistent unresolved systemic symptoms despite medical treatment, in
those situations where growth is evident, with or without symptoms, when involving the hepatic
hilum, and finally, in case where the possibility of malignancy cannot be ruled out.

© 2015 Academia Mexicana de Cirugia A.C. Published by Masson Doyma México S.A. This is
an open access article under the CC BY-NC-ND license (http://creativecommons.org/licenses/

by-nc-nd/4.0/).

Antecedentes

El pseudotumor inflamatorio es una entidad poco fre-
cuente, considerada como benigna, caracterizada por
la proliferacion mesenquimal de células inflamatorias,
principalmente de linfocitos, células plasmaticas y, oca-
sionalmente, histiocitos'. Fue descrita por primera vez en
el higado en 1953 por Pack y Baker’. Radiolégicamente,
en algunas ocasiones, esta entidad puede imitar a tumo-
raciones malignas, por lo que su diagnéstico diferencial
es muy importante®. Puede asentar en cualquier parte del
organismo, siendo el pulmén la mas frecuente, habiéndose
descrito casos en el sistema nervioso central, los ojos, el
higado o el bazo.

Presentamos el caso clinico de un varén de 70 aios
que muestra cuadro de febricula y sindrome constitucio-
nal, en el que se hallan, en una tomografia computada
de abdomen, 2 lesiones hepaticas indicativas de abscesos
hepaticos.

Caso clinico

Se trata de un varon de 70 afnos con antecedentes personales
de alergia a penicilina, hipertension, tuberculosis pulmonar,
diabetes, artritis gotosa, litiasis renal y diverticulosis colo-
nica. El paciente es ingresado para estudio en su hospital
de referencia por cuadro clinico de al menos 3 semanas de
evolucion de febricula, astenia, anorexia, pérdida de peso y
oligoartritis (en rodillas e interfalangicas). El paciente pre-
senta buen estado general, con exploracion fisica dentro
de la normalidad. Los examenes de laboratorio destacan

la presencia de gamma-glutamil-transpeptidasa 153 Ul/L (8-
61), fosfatasa alcalina 142 Ul/l (40-129) y bilirrubina total
0.41UI/L (0.05-1.1), estando las enzimas de lisis hepatica
dentro de los rangos de normalidad. Se llevd a cabo un
estudio para descartar enfermedad infecciosa (virus de la
inmunodeficiencia humana, virus de las hepatitis B y C,
citomegalovirus, Coxiella burnetii, lUes, fiebre Q, rosa de
bengala e hidatidosis), que fue negativo, y de enferme-
dad inmunoldgica (anticuerpos antinucleares, anticuerpos
extraibles del nicleo, anticuerpos anti-ADN, anticuerpo
anticélula endotelial), que resultd, del mismo modo, nega-
tivo. Todos los marcadores tumorales (alfa-fetoproteina,
CEA, CA 19-9 y antigeno prostatico) fueron negativos. La
ecocardiografia no mostré signos de endocarditis. Se llevd
a cabo una baciloscopia y un cultivo de esputo, obte-
niendo el mismo resultado, al igual que en el urocultivo
y la colonoscopia. Se realiza una tomografia computada
de cuello-térax-abdomen, y como Unico hallazgo se com-
prueba un engrosamiento de las paredes de la vesicula
biliar, con imagen de lesion hipodensa mal definida de
unos 17 mm de didmetro en segmento v a nivel del lecho
vesicular, pudiendo estar en relacion con cambios inflama-
torios, sin poder descartar absceso hepatico (fig. 1A). En
una ecografia de abdomen lo que se encuentra es el nodulo
en segmento Iv, sin engrosamiento de la pared vesicular.
Ante estos resultados, el cuadro es tratado como absceso
hepatico y se instaura antibidtico con metronidazol, levo-
floxacino y aztreonam. Tras una leve mejoria, vuelven a
aparecer los sintomas, realizandose de nuevo una tomogra-
fia computada toracoabdominal de control a los 4 meses del
diagnostico, y se observa un leve crecimiento de la lesion
en segmento v, 25mm, y la aparicion de una nueva en
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Figura 1

A. Tomografia computada de abdomen: engrosamiento de las paredes de la vesicula biliar, con imagen de lesion hipodensa

mal definida de 17 mm de diametro en el segmento v a nivel del lecho vesicular. B. Tomografia computada de abdomen: persistencia
de engrosamiento difuso e inespecifico de las paredes de la vesicula biliar, y crecimiento de la lesion en el segmento v, 25mm. C.
Tomografia computada de abdomen: aparicion de una nueva lesion en el segmento vi, 16 mm. D. En la tomografia por emision de
positrones no se observan focos hipermetabdlicos a nivel hepatico que evidencien malignidad.

segmento vi, 16 mm, con persistencia de engrosamiento
difuso e inespecifico de las paredes de la vesicula biliar
(fig. 1By C). En la resonancia magnética nuclear se observa
una lesion focal hepatica de aproximadamente 2cm loca-
lizada en el segmento v, hipointensa en secuencias T2;
adyacente a esta lesion se aprecian otros 2 nédulos de menor
tamanio y similar aspecto (nodulos satélites). Tras la adminis-
tracion de contraste dichas lesiones presentan un discreto
realce tardio; rodeando a estas lesiones existe una altera-
cion en el parénquima hepatico que muestra un aumento
difuso en la intensidad de la sefal en secuencias T2. En
segmento vi, existe otro nodulo de 14 mm y similares carac-
teristicas, también rodeado por parénquima hepatico de
sefal aumentada difusamente. En secuencias de difusion,
los nédulos no muestran restriccion (no se trata de absce-
sos y si son indicativas de metastasis). La vesicula biliar no
muestra litiasis y si engrosamiento de la pared, principal-
mente en el fundus, adyacente a la lesion del segmento
Iv, a descartar neoformacion. Ante tales hallazgos, se soli-
cita puncién-aspiracion con aguja fina de dichas lesiones,

obteniendo un resultado no concluyente. Se realiza una
tomografia por emision de positrones usando como traza-
dor la 18-fluorodesoxiglucosa, sin que se demuestren focos
hipermetabdlicos a nivel hepatico (fig. 1D) ni en otra locali-
zacion que indicaran malignidad. El paciente es trasladado
a nuestro hospital con diagndstico de lesiones hepaticas
compatibles con absceso hepatico de mala evolucion, sin
poder descartar origen tumoral, con puncién-aspiracion con
aguja fina no concluyente. Se decide intervencion quirur-
gica programada, hallandose una vesicula biliar con signos
inflamatorios cronicos con pared engrosada, y tumor en el
lecho adyacente a nivel del fundus. Lesion ocupante de
espacio hepatica dura en segmento vi de 11 mm de diame-
tro y punteado en superficie hepatica (en los segmentos
m, vy v), que simula siembra miliar metastasica, asi como
en epiplon. Se realiza ecografia intraoperatoria, descartan-
dose otras lesiones intraparenquimatosas. Tras enviar varias
biopsias intraoperatorias de las lesiones hepaticas y de las
de epiplon, se informan todas ellas como infiltrado lin-
foide sin signos de malignidad, compatible con pseudotumor
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Figura2 Piezade colecistectomia. Vesicula biliar con paredes
engrosadas y lesion que emerge del fundus, sin que afecte a la
mucosa macroscopicamente.

inflamatorio. Se lleva a cabo una colecistectomia ampliada
al lecho vesicular, incluyendo la tumoracién (fig. 2).

El paciente presenta buena evolucion postoperatoria,
siendo dado de alta el quinto dia tras la intervencion.
Los resultados definitivos de anatomia patologica vienen
informados como, macroscopicamente, vesicula biliar con
paredes engrosadas y lesion que emerge del fundus, sin
que afecte a la mucosa. Tras el estudio microscopico, se
obtuvieron hallazgos histologicos indicativos de tumor mio-
fibroblastico inflamatorio o pseudotumor inflamatorio. El
resto de las muestras mandadas se informé como tejido
hepatico con arquitectura distorsionada a expensas de fibro-
sis difusa que afecta a parénquima hepatico y espacios
porta, acompanado por intenso exudado inflamatorio linfo-
plasmocitoide maduro. Asi mismo, en la muestra de epiplon
se obtuvo un tejido fibroso con infiltrado linfoplasmocitoide
maduro. En la inmunohistoquimica no se evidencié reorde-
namiento clonal para el gen de las cadenas pesadas de las
inmunoglobulinas (IgH).

Discusion

El pseudotumor inflamatorio o tumor miofibroblastico infla-
matorio o granuloma de células plasmaticas es una lesion
formadora de tumor de tipo reparativo inflamatorio o reac-
tivo de comportamiento benigno, poco frecuente, que fue
descrita por primera vez en el higado por Pack y Baker?
en 1953. Esta caracterizado por la proliferacion mesenqui-
mal de células inflamatorias, especialmente de linfocitos,
células plasmaticas y, ocasionalmente, histiocitos’. La fisio-
patologia del pseudotumor inflamatorio aln no es bien
conocida, pero el patron patoldgico inflamatorio y los sin-
tomas sistémicos, como fiebre y malestar, demuestran la
existencia de un agente infeccioso subyacente, aunque no
siempre se confirma. Suele afectar a nifios o adultos jovenes,
sobre todo varones*, y parece haber una mayor incidencia
en razas no caucasicas™®.

El pseudotumor inflamatorio se clasifica clinicamente en
diferentes tipos seglin su etiologia, variando las opciones
de tratamiento en funcion de la misma. Las infeccio-
nes y los trastornos autoinmunes representan las causas

originalmente descritas para esta entidad. El pseudotu-
mor inflamatorio de origen infeccioso puede ser causado
por Mycobacterium tuberculosis, micobacterias no tuber-
culosas, Escherichia coli, cocos grampositivos y Klebsiella
pneumoniae. La deteccion de estos microorganismos puede
confirmar la existencia en tales casos de pseudotumor infla-
matorio, pudiéndose validar el diagnostico, ain mas, por la
respuesta del paciente a los agentes antibacterianos espe-
cificos.

Es muy dificil para un médico diagnosticar esta afeccion
debido a la ausencia de sintomas, anomalias hematoldgicas
o hallazgos radiologicos especificos. Clinicamente, puede
presentarse con fiebre, sindrome constitucional, dolor abdo-
minal o malestar general. En el reporte de laboratorio, es
frecuente encontrar un incremento en la velocidad de sedi-
mentacion globular, y de proteina C reactiva, leucocitosis,
anemia, hipertransaminasemia o hipoalbuminemia.

Histopatoldgicamente, se caracteriza por la presencia de
miofibroblastos envueltos en tejido colageno densamente
hialinizado, con infiltrado inflamatorio con predominio de
linfocitos y células plasmaticas policlonales, los cambios de
tipo reparativo con fibrosis, las areas de necrosis celular y,
a veces, una reaccion granulomatosa®.

Los resultados radiologicos para el pseudotumor inflama-
torio también son inespecificos, debido a que la proporcion
o la distribucion de las células inflamatorias y fibrosis van
a depender tanto de la causa como de la fase inflamatoria
en que se encuentre, de forma que, en ocasiones, incluso
puede imitar tumores malignos®. Asi, un realce tardio en
la tomografia computada con contraste, especialmente en
la periferia de las lesiones, se considera que es caracte-
ristico de pseudotumor inflamatorio’, pero también puede
ser compatible con colangiocarcinoma o lesiones metastasi-
cas. En su estudio, Akatsu et al.® publican que en ocasiones
puede mostrar un patron de captacion temprana seguido de
un lavado en la fase retardada de la tomografia computada
con contraste, tipico del hepatocarcinoma; sin embargo,
segn Fukuya et al.”, la mayoria de las veces muestra una
captacion variable en la fase portal, con mayor realce en
las fases tardias, lo que lo diferencia del hepatocarcinoma.
En la resonancia magnética nuclear, la lesion demuestra un
aumento de la intensidad de la sehal tanto en T1 como
en T2 en relacién con un higado normal’, si bien puede,
igualmente, simular otras afecciones malignas. La tomo-
grafia por emision de positrones usa como radiotrazador
la 18-fluorodesoxiglucosa y podria ser de ayuda, ya que
en procesos malignos la captacion de este radiotrazador es
mayor que en los inflamatorios. Un ejemplo de ello es que
identifica con precision los hepatocarcinomas menos dife-
renciados, sobre los que debe establecerse el diagnostico
diferencial con el pseudotumor inflamatorio’®. Sin embargo,
este método de diferenciacion es de valor limitado para
el pseudotumor inflamatorio porque la captacion de 18-
fluorodesoxiglucosa varia con la proporcion de la fibrosis e
infiltracion de células inflamatorias. De hecho, ha habido
algunos estudios con tomografia por emision de positrones-
fluorodesoxiglucosa en pseudotumor inflamatorio que nos
informan de una alta captacion de 18-fluorodesoxiglucosa'’,
comparable a malignidad.

El diagnostico definitivo requiere a menudo una confir-
macion histopatoldgica en la mayoria de los casos mediante
puncion percutanea hepatica, aunque a veces puede
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conducir a un diagndstico erroneo'?; por ello, en algunas
ocasiones, sobre todo cuando no se puede descartar malig-
nidad, es necesaria una laparotomia exploradora, e incluso
la realizacion de una hepatectomia para su confirmacion.

Numerosos estudios han demostrado que la historia natu-
ral del pseudotumor inflamatorio es su remision. Una vez
confirmado el diagnostico con la biopsia, se puede llevar a
cabo una actitud conservadora mediante controles periodi-
cos hasta su resolucion, o se puede tratar con antibidticos,
antiinflamatorios e, incluso, corticoides®.

La reseccion quirdrgica, que en un principio era consi-
derada como tratamiento de eleccion en estos enfermos,
debe ser reservada para algunas situaciones, tales como per-
sistencia de sintomas sistémicos no resueltos a pesar del
tratamiento médico'®, en aquellas situaciones en las que
se evidencia crecimiento del pseudotumor inflamatorio, con
o sin sintomas', cuando esta implicado el hilio hepatico,
pudiendo ser causa de obstruccion biliar y/o de hiperten-
sion portal’® y, por Ultimo, en caso de no poder descartar la
posibilidad de malignidad a pesar de las diferentes pruebas
complementarias’®.

En la actualidad, no hay estudios clinicos que comparen
los resultados de los pacientes tratados de forma conser-
vadora y los tratados con cirugia. Ademas, no hay datos
sobre la duracion del seguimiento en pacientes tratados
de forma conservadora. Mas recientemente, la recurren-
cia local y las metastasis a distancia se han atribuido a
la ploidia de la lesion, teniendo las lesiones aneuploides
mas probabilidad de presentar recurrencias y tener metas-
tasis que las diploides'’. Por lo tanto, el analisis de ADN
por citometria de flujo ha sido recomendado para pro-
porcionar al clinico informacion tanto diagndstica como
pronostica, para individualizar un enfoque terapéutico mas
factible.

Conclusiones

En nuestro caso, se trata de un paciente en el que tras un
estudio intenso del posible origen del cuadro clinico que
presentaba, se decide intervencion quirdrgica al no poder
filiar las lesiones hepaticas mediante puncion-aspiracion
con aguja fina. En la misma, se hallé una lesion en el
lecho vesicular, intimamente adherida al fundus de la vesi-
cula, con lesiones compatibles con siembra miliar en la
superficie hepatica, asi como en epiplon. Se opto por la
toma de biopsia intraoperatoria, colecistectomia y extir-
pacion de la lesion del lecho en bloque, sin resecar las
demas lesiones, al obtener el diagndstico de pseudotumor
inflamatorio. En la actualidad, el paciente se encuentra
asintomatico.
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