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PRESENTACION DE CASO
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RESUMEN

Los aneurismas espontaneos del conducto arterial se detectan inusualmente de forma
prenatal. Su incidencia varia entre 1,5 % y 8 % de los embarazos. Usualmente se
solucionan espontaneamente; sin embargo, pueden presentarse complicaciones letales
como trombosis, embolia y ruptura. Los casos fatales descritos son escasos, la mayoria
después del nacimiento. El objetivo es presentar el reporte de autopsia de un mortinato
cuya causa de muerte fue la trombosis de aneurisma del conducto arterial. La madre fue
una primigesta de 22 afos de edad, con embarazo de 40 semanas sin antecedentes de
importancia, atendida en un hospital de tercer nivel de Bucaramanga, Santander. Le
realizamos una cesarea emergente por perfil biofisico fetal alterado y bradicardia fetal. Se
obtuvo un mortinato masculino sin esfuerzo respiratorio, hipotdnico, ciandtico, que no
respondié a maniobras de reanimacion. Los hallazgos de autopsia relevantes fueron:
dilatacion auricular derecha y dilatacion preductal con trombosis del conducto cuya luz
estaba completamente ocluida por un coagulo. Los aneurismas ductales prenatales son una
entidad que merece mas estudio para determinar estrategias de diagndstico precoz y
seguimiento, y asi disminuir el riesgo de desenlaces fatales.
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Introduction: Spontaneous ductus arteriosus aneurysm is a condition rarely diagnosed on
prenatal imaging. Literature reveals 1,5 to 8% incidence on pregnancies. Most cases have
spontaneous resolution, nonetheless, life-threatening complications such thrombosis,
embolism and rupture can occur. Fatal cases reports are scarce, most of them presenting on
newborns, days to months after birth.

Objective: To present the autopsy report of a stillbirth whose cause of death was
thrombosis of the arterial duct aneurysm.

Methods: A 22-year healthy prime mother with 40-week pregnancy was assisted at a
tertiary hospital in Bucaramanga, Santander. She required emergency cesarean section due
to low biophysical profile and fetal bradycardia. The newborn had no respiratory effort, was
floppy, cyanotic and did not respond to resuscitation maneuvers. The relevant autopsy
findings were right atrial dilatation and preductal dilation with thrombosis of the duct whose
lumen was completely occluded by a clot.

Conclusions: The prenatal ductal aneurysm is an entity that deserves more study to
determine strategies for early diagnosis and follow-up thus decrease the risk of fatal
outcomes.
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INTRODUCCION

Los aneurismas espontaneos del conducto arterial son una entidad que puede encontrarse
entre 1 % y 8 % de los embarazos. Su diagnédstico prenatal es inusual, debido a que no se
busca en las ecografias de seguimiento de forma rutinaria. Al nacer, los pacientes
generalmente son asintomaticos; sin embargo, algunos pueden desarrollar un cuadro clinico
que representa un desafio diagndstico dadas sus manifestaciones inespecificas, entre las que
se encuentran: disnea, estridor, llanto débil y ronquera. Estos sintomas estan relacionados
con la compresidn de estructuras adyacentes como la via aérea y el nervio laringeo
recurrente.!?

Las complicaciones mas temidas son la trombosis, disecciéon, embolia y ruptura, dado que
pueden ser letales.? Si se presenta trombosis del conducto o de un aneurisma ductal, los
sintomas estan relacionados con la extensién del compromiso vascular, principalmente a la
arteria pulmonar y sus ramas. Esto desencadena la dificultad respiratoria asociada a cianosis
y se comporta de manera similar a una cardiopatia ciandégena,3* con desarrollo incluso de
hipertensién pulmonar.®

Los casos fatales descritos en la literatura son escasos y en su mayoria se reportan después
del nacimiento.3* En la presente comunicacion se reporta un caso de autopsia de un
mortinato a término, cuya causa de muerte fue la trombosis de aneurisma del conducto
arterial.
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PRESENTACION DEL CASO

Se trata de un feto de madre primigesta de 22 afios con embarazo de 40 semanas, atendida
en un hospital de tercer nivel de complejidad en la ciudad de Bucaramanga, Santander,
Colombia sin antecedentes de importancia, quien es llevada a cesarea de emergencia por
perfil biofisico fetal bajo (2/8), asociado a bradicardia fetal.

Se obtuvo un mortinato masculino sin esfuerzo respiratorio, hipotdnico y ciandtico, que
no respondid a las maniobras de reanimacién. Fue enviado a autopsia médico-cientifica
para establecer las causas de su muerte. En ella se reconocié corazéon aumentado de
tamafio, con predominio de las cavidades derechas y marcada dilatacion de la auricula
derecha y valvula tricuspide. Hubo dilatacion preductal de la arteria pulmonar en

relacion directa con trombosis del conducto, cuyo didametro era de 5 mm con oclusion
completa de su luz. Las cavidades izquierdas, arteria aorta y su valvula fueron de
configuracion usual (Fig. 1). El resto del estudio demostré hepatomegalia y hallazgos de
lesion hipdxico-isquémica (Asfixia Perinatal/sufrimiento fetal agudo), con lesion hipdxica
encefalica, edema cerebral, aspiracion de liquido amnidtico tefiido de meconio,

petequias sobre superficies serosas y necrosis tubular aguda. Se considera que la
trombosis del conducto arterial y la oclusion preductal de la arteria pulmonar produjo
falla cardiaca derecha aguda y ocasion6 la muerte.

Fig. 1. Se observa corazon aumentado de tamano con dominancia de las cavidades
derechas (Letra A). Al corte, auricula derecha y valvula tricuspide dilatados (letra B),
cavidades izquierdas sin lesiones (letra C). A nivel de la arteria pulmonar, hay dilatacion
ductal (Flecha negra). E y F: Se observa trombosis del conducto arterioso, cuyo diametro
es de 5mm, sin luz evidente (Flecha azul). Circulo: salida de las arterias pulmonares.
Triangulo azul: aorta.

DISCUSION

Los aneurismas del conducto arterial tienen una presentacion tipica documentada
especialmente entre el tercer trimestre y los 2 meses de vida, sin embargo, existen
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reportes de casos en la nifiez. Pueden ser de dos tipos: adquiridos o espontaneos. Los
primeros se producen posterior a cirugia correctiva de cierre de conducto o posterior a
infeccién cardiovascular. Por su parte, los espontaneos, a pesar de ser los mas
frecuentes, no tienen un mecanismo fisiopatoldgico satisfactoriamente descrito aun.
Taussig® postula que el evento desencadenante es un cierre fallido de la terminacién
aortica del conducto, lo que hace que, al exponerse el vaso a la presidn sistémica al
nacer, se dilate. Esta teoria estad respaldada por el hecho de que 30 % de los
aneurismas encontrados en neonatos tienen un extremo pulmonar cerrado. Otros
autores’® consideran que su aparicion tiene que ver con la formaciéon inadecuada de
cojines intimales de musculo liso o con el debilitamiento congénito de la pared del vaso
asociada al depdsito anormal de colageno, glicoproteinas y elastina. Esta teoria podria
explicar la presentacién prenatal de estos aneurismas y su asociacién con pacientes con
enfermedades del tejido conectivo, como los sindromes de Ehrlens Dahnlos, Marfan,
Larsen y algunas cromosomopatias como la trisomia 21, trisomia 13 y sindrome de
Smith Lemly Optiz.®

Los hallazgos histopatoldgicos en la composicion de la pared de los aneurismas son
heterogéneos. Dyamenhalli y otrs, 7 en el 2000 encontraron que en tres casos fatales hubo
ausencia de cojines intimales; un cuarto caso con acumulacién anormal de
glucosaminoglicanos en la capa media interna y un quinto en donde los cojines intimales
eran adecuados, pero con distribuciéon desorganizada de las fibras de elastina.

En el presente reporte, la pared del aneurisma ductal (Fig. 2) muestra depdsito de
subendotelial (intima) de fibrina, reconociéndose ademas desorden de las fibras de musculo
liso y fibrosis, concordantes con los hallazgos de Sheridan.®

Fig. 2. Corte transversal de la pared del aneurisma ductal. El corte histolégico muestra
la pared del aneurisma en donde se aprecia depdsito de subendotelial de fibrina
(asterisco), reconociéndose ademas desorden de las fibras de musculo liso y fibrosis.
Letra A: coloracion de hematoxilina-eosina. Letra B coloracién de tricrémico de Masson.

El curso de esta malformacién es usualmente benigno; 70 % de los aneurismas se resuelven
en los primeros dias de vida gracias al cierre del conducto.®'® Nageswara y otros'!/12
realizaron seguimiento ecografico por tres meses a una serie de cuatro casos de aneurisma
del conducto arterial sintomaticos, cuyos didametros internos variaron entre 12.5 y 20 mm,
tres de los cuales recibieron manejo conservador, identificando cuatro etapas en la regresion
espontanea del aneurisma.
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La primera etapa es la de compresion, en la que el aneurisma es sintomatico e inicia la
transformacién hacia un conducto arterial pequeno y tortuoso; la loculacidon ocurre
posterior al cierre del conducto, y se caracteriza por la formacién de multiples septos y
disminucién en los sintomas. Luego, la formacion del trombo intraluminal permite disminuir
el tamano del aneurisma, por lo que, en la Ultima etapa, el trombo se forma mas
robustamente y oblitera completamente la cavidad. En los casos en los que el trombo se
forma débilmente, puede generarse embolia hacia otros vasos y drganos, que conlleva a
lesiones potencialmente letales.

Un estudio de autopsias realizado en Estados Unidos de Norteamérica '3 reportd seis casos
fatales de recién nacidos entre 8 dias y 2 afios y medio de vida, los cuales presentaron
trombosis del conducto arterial dentro de los hallazgos de autopsia. En tres de estos, hubo
embolismo sistémico que comprometid principalmente la aorta, bifurcacion adrtica, arteria
pulmonar y vena renal inferior derecha. Adicionalmente, los autores refieren dentro de su
revision que encontraron 13 casos fatales de trombosis ductal asociada a embolismo, en dos
de ellas también se presenté aneurisma de este vaso. Ademas de los 6rganos mencionados,
en la totalidad de los casos se vieron comprometidos el cerebro, la arteria celiaca y las
arterias mesentéricas.

A pesar de que la trombosis parece jugar un papel importante en la fisiologia del cierre
ductal y la regresién aneurismatica del conducto, por factores desconocidos, este cierre
puede darse de manera prematura y comprometer hemodindmicamente al paciente e incluso
puede generar la muerte antenatal. Sheridan y otros® reportaron el caso de un feto a quien
le fue diagnosticado un aneurisma de conducto arterial hacia la semana 22, cuyas
dimensiones eran de 25 x 13 x 13 mm. El seguimiento fue estricto, sin embargo, al tiempo
de las 27,2 semanas la madre busco asistencia médica por falta de actividad fetal. En este
caso se confirmo imagenoldgicamente la muerte fetal. Entre los hallazgos de autopsia,
destaco el de un corazon con dilatacion marcada del ventriculo derecho, asi como de las
arterias aorta y pulmonar, asociados a un conducto arterial no permeable obliterado por un
trombo luminal que se extendia hacia la arteria pulmonar y sus ramas, hallazgos similares a
nuestro caso.

Los aneurismas ductales son una entidad pobremente documentada y descrita, sus
mecanismos fisiopatoldgicos y los factores que se asocian a su aparicion no son claros aun.
Conocer su existencia favorece el desarrollo de estrategias diagndsticas y de seguimiento
gue permitan su tratamiento oportuno, para asi disminuir la morbimortalidad asociada a la
trombosis extensa o compresion de las estructuras adyacentes.
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