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RESUMO

O presente Trabalho foi elaborado a partir de uma revisdo bibliografica sobre a
Sindrome de Bouveret. A importancia deste trabalho se refletiu na busca de
informacdo mais aprofundada sobre a Sindrome de Bouveret ja que o seu
diagnéstico precoce é de extrema importancia, uma vez que, quando realizado
tardiamente, ha aumento da mortalidade. O conhecimento antecipado dessa
patologia € de grande importancia, especialmente em atendimentos de urgéncia e
emergéncia, pois o tratamento é de modo eminente cirirgico e a incidéncia de
diagndstico pré-operatério € relativamente baixa. Neste estudo, pretendeu-se incluir
a andlise de varios artigos no diagnostico diferencial de uma obstrucdo ao
esvaziamento gastrico, evidenciando as possiveis complicacdes pds-operatorias dos
pacientes submetidos as modalidades de tratamento da sindrome de Bouveret,
sobretudo na populagdo geriatrica. A metodologia adotada para o trabalho
constituiu-se de uma revisdo da literatura especializada, elaborado na Universidade
Federal do Maranhao, entre janeiro a maio de 2016, no qual se realizou uma
consulta a artigos cientificos selecionados através de busca nos seguintes bancos
de dados virtuais: Science, Scielo, Capes, PubMed, Lilacs e Bireme. Neste estudo
também se incluiu a concepgédo e a analise de diversos artigos demonstrando os
aspectos historicos, sua epidemiologia, sua fisiopatologia, sua apresentacao clinica,
seu diagnostico e tratamento. De forma geral, esperou-se, além de obter o
conhecimento da sindrome de Bouveret, contribuir, deixando sem maiores
pretensdes, um subsidio para outros pesquisadores, como mais uma fonte

bibliografica a ser adicionada no repertorio de quem buscar o mesmo conhecimento.

Palavras-chave: Bouveret Sindrome; Fistula Colecistoduodenal; e Tratamento.



ABSTRACT

This work was elaborated from a literature review on the Bouveret syndrome.
The significance of this was reflected in the search for further information about
Bouveret syndrome since early diagnosis is extremely important, since when
performed later, there is increased mortality. Knowledge Early this pathology is of
great importance, especially in urgent and emergency care, as the treatment is
surgical eminent way and the incidence of preoperative diagnosis is relatively low. In
this study, we sought to include the analysis of several articles in the differential
diagnosis of an obstruction to gastric emptying, indicating the possible postoperative
complications of patients undergoing the treatment modalities of Bouveret syndrome,
especially in the geriatric population. The methodology adopted for the work
consisted of a review of the literature, prepared at the Federal University of
Maranhao, between January and May 2016 in which it held a consultation with
selected scientific articles through search the following online databases: Science,
SciELO, Capes, PubMed, Lilacs and Bireme. This study also included the design and
analysis of several articles demonstrating the historical aspects, epidemiology,
pathophysiology, clinical presentation, diagnosis and treatment. Overall, it was
expected to, and get the knowledge of Bouveret syndrome, contribute, leaving no
major claims, a subsidy for other researchers, as another bibliographic source to be
added to the repertoire of those who seek the same knowledge

Keywords: Bouveret, Cholecystoduodenal fistula and Treatment.
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1. INTRODUCAO

O presente trabalho é sobre a Sindrome de Bouveret(SB) que de acordo
com o consenso de muitos autores, conforme as revisdes bibliograficas levantadas e
analisadas, é uma forma rara de ileo biliar, ou seja, uma causa incomum de
obstrucdo intestinal, afetando mais frequentemente doentes idosos com
comorbilidades associadas em que a obstrucdo se localiza no duodeno,
comprometendo a passagem regular do seu conteudo através de um calculo que
penetrou no trato intestinal devido & formagdo de uma fistula bilioentérica.’

O ileo biliar consiste em uma complicagdo da doenca litidsica biliar,
ocasionando assim uma sindrome obstrutiva do trato gastrointestinal (TGl).? “A
fistula bilioentérica € uma ocorréncia rara, incide em menos de 1% dos doentes com
litiase vesicular, sendo que, em mais de 60% dos casos, a sua localizacao é a nivel
duodenal. "

A doenga calculosa da vesicula biliar € uma das afeccbes de tratamento
cirurgico mais frequente. Sua incidéncia esta relacionada a progressdo da idade.
Assim, a prevaléncia global de 9,0% chega a 21,0% na populagédo de 60 a 69 anos e
mais de 30% nos individuos acima de 70 anos. A maioria € assintomatica,
originando ileo biliar em apenas 6 a 14% dos doentes e dominantemente no ileo
terminal. Os célculos sdo em sua quase totalidade oriunda da vesicula biliar, embora
possam também ser formados nos canais intra e extra-hepaticos.*”. As
complicagbes mais frequentes relacionadas a esta condigdo sdo a colecistite,
colangite, coledocolitiase e pancreatite aguda. Outras complicagbes ndo tdo comuns
sdo as fistulas de vesicula biliar, a sindrome de Mirizzi e o ileo biliar.®

O ileo biliar é precedido por um episddio inicial de colecistite aguda. A
seguir, surge inflamacao nos tecidos que circundam a vesicula biliar e formam-se
aderéncias entre esta e o intestino. O calculo responsavel produz erosdo gradual
através das paredes reunidas, formando uma fistula colecistoentérica, com migracao
do mesmo. A fistula se faz, em mais de 70% dos casos, com o duodeno, mas outros
locais como estdmago, jejuno e ileo sdo acometidos. Em aproximadamente 3-10%
dos casos, a obstrugdo acontece no duodeno, originando assim a sindrome de
Bouveret, que constitui neste trabalho o foco de nossa revisao bibliografica. *'°

A obstrucdo duodenal determinada por calculo gigante foi descrita pela
primeira vez em 1896 por Leon Bouveret. Os sintomas sao atipicos, o que dificulta o
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diagnéstico; além do que os da colecistite aguda somente aparecem em 50% das
vezes. !

A sindrome de Bouveret é pouco relacionada na lista de hipoteses clinicas
em uma sindrome obstrutiva, isso, aliado a populagédo mais acometida serem idosos
e, portanto, individuos com mais comorbidades, em decorréncia da existéncia dos
poucos achados do exame fisico, histéria clinica pouco especifica e baixa
prevaléncia.’

A grande insuficiéncia de literatura voltada para este caso raro de ileo biliar
caracteriza um forte elemento motivador para acentuar a curiosidade na pesquisa e
descrever com maior afinco o tema em estudo.

A importancia deste trabalho se reflete na busca de conhecimento mais
aprofundado sobre a Sindrome de Bouveret ja que o seu diagndstico precoce é de
extrema relevancia, uma vez que, quando realizado tardiamente, ha aumento da
mortalidade. O conhecimento prévio dessa doenca é de grande importancia,
principalmente em atendimentos de urgéncia e emergéncia, pois o tratamento é
eminentemente cirargico e a incidéncia de diagnostico pré-operatdrio é relativamente
baixa. Neste estudo pretende-se incluir a compreensao e analise de varios artigos
evidenciando os aspectos histéricos, sua epidemiologia, sua fisiopatologia, sua
apresentacdo clinica, seu diagnéstico e tratamento. De modo geral, espera-se
também, além de alcangar o conhecimento da sindrome de Bouveret, colaborar
deixando, sem maiores pretensdes, uma contribuicdo para outros pesquisadores,
como mais fonte bibliografica a ser acrescentada no repertério de quem buscar o

mesmo conhecimento.
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2. OBJETIVOS

2.1 Geral

Descrever a Sindrome de Bouveret em busca de conhecimentos mais

aprofundados sobre a doenca.

2.2 Especificos

e Conhecer os aspectos historicos e epidemiolégicos da Sindrome de
Bouveret;

e Descrever os aspectos fisiopatoldégicos da Sindrome de Bouveret para
melhor compreender as manifestagdes clinicas da doencga;

e |dentificar os sinais e sintomas indicativos da Sindrome de Bouveret;

e Definir os principais métodos diagnosticos para doenca;

e Apresentar as forma de tratamento da doencga.
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3. METODOLOGIA

Este estudo constitui-se de uma revisdo da literatura especializada,
elaborado na Universidade Federal do Maranh&o, entre janeiro a abril de 2016, no
qual se realizou uma consulta a artigos cientificos selecionados através de busca
nos seguintes bancos de dados virtuais: Science, Scielo, Capes, PubMed, Lilacs e
Bireme. Para isso, foram utilizadas as palavras-chave Bouveret Sindrome, Fistula
Colecistoduodenal e Tratamento. Logo em seguida, buscou-se estudar e
compreender as principais indicacoes de uso e forma de aplicagdo empregadas nos
estudos encontrados.Os critérios de inclusdao para os estudos encontrados foram
aqueles que relatavam sobre a sindrome de Bouveret, bem como as modalidades de
tratamento da mesma e o0s seus resultados em diversas situagdes, e estudos
comparativos entre as mesmas. O presente estudo ndo necessitou de aprovacao
pelo comité de ética, bem como nao apresenta conflitos de interesse.

Mediante a busca eletronica, foram localizados 108 artigos publicados
sobre a Sindrome de Bouveret, dentre os quais foram excluidos 29 estudos por
repeticdes e 42 por ndo atenderem aos critérios de inclusdo conforme os objetivos
definido no trabalho, sendo entao selecionados 37 artigos.
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4. REVISAO DE LITERATURA

4.1 Aspectos histoéricos

O primeiro caso registrado de uma obstrucao intestinal por uma litiase
vesicular foi descrito por Bartholin em 1654 em um paciente submetido a uma
autopsia. No entanto, quem primeiro descreveu uma variagdo na apresentacao
clinica do ileo biliar, com grande calculo impactado no duodeno, resultando em
obstrucado gastrica foi Beaussier, em 1770. Posteriormente a mesma condicao foi
descrita em dois pacientes em autépsia por Bonnet em 1841, e, somente em 1896
que Leon August Bouveret publicou dois casos apds realizar o primeiro diagnostico
pré-operatério da condicdo, que, desde entdo, leva o seu nome. '#'*

Dessa forma, entende-se historicamente que a Sindrome de Bouveret é uma
rara complicacdo de colelitiase que foi primeiramente descrita e nomeada por
Bouveret em 1896. “[...] € uma obstru¢do da saida gastrica causada pela impactacéo

de um calculo no interior do duodeno proximal”.'®
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4.2 Epidemiologia

A sindrome de Bouveret é extremamente rara, é cerca de 3-16 vezes mais
comum em mulheres que homens, e afeta mais comumente mulheres idosas com
uma média de idade de 68,6 anos. '**° Mais de 60% dos casos relatados tem uma
associacao clinica previa, enquanto que a maioria dos pacientes tem historia de
litiase biliar. '®

A fistula biliodigestiva € uma complicagdo muito rara de colelitiase e ocorrem
em menos de 1% dos pacientes. Em 60%(53-68%) dos casos a fistula é colecisto-
duodenal. Variagbes menos comuns sao colecisto-colica em 17%, colecisto-gastrica
em 5% e coledocoduodenal em 5% dos casos. '7?"%2

O ileo biliar é responsavel por 1-4% de todos os casos de obstru¢cdo no
intestino delgado. O local mais comum de obstrucao por célculos é o ileo terminal.
13172123 gomente 1-3 % dos casos de obstrugdo ocorrem no duodeno, e uma
obstrucéo causada por céalculos encarcerados em piloro e bulbo duodenal é a forma
mais rara encontrada na pratica clinica. '#?* As taxas de morbidade e mortalidade
tem diminuido nos ultimos anos mas ainda se mantém altas, estimadas em 60% e
12-30% respectivamente, devido a idade avancada e aos fatores de comorbidades
dos pacientes.'®??Essas taxas dependem estritamente da modalidade terapéutica. '

Como ja mencionado, ha predominancia do género feminino, visto que as
doencas do trato biliar sejam mais frequentes em mulheres e a maior parte dos
casos relatados tem uma associacao clinica previa, onde a maioria dos pacientes
tem historia de litiase biliar. 1> Pelo fato da doenca geralmente apresentar-se em
idosos e com multiplas comorbidades, a mesma esta associada a uma alta taxa de
mortalidade. Assim, a maioria desses pacientes apresentam complica¢des, devido
hipertensdo, diabetes, doenca pulmonar obstrutiva crénica ou outras doencas
sistémicas.?
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4.3 Fisiopatologia

A Sindrome de Bouveret descreve uma obstrucao intestinal alta causada por
calculos biliares grandes que atingem o bulbo duodenal e se alojam através de uma
fistula biliodigestiva. A obstrucdo mecanica do trato gastrintestinal causada por
calculos biliares que entram através de uma fistula colecistoentérica adquirida (ileo
biliar) complica em 0,3% - 0,5% o0s casos de colelitiase. Isto geralmente se segue de
um ataque de colecistite aguda que leva a formacgao de aderéncias entre a vesicula
biliar e o trato digestivo, que, por sua vez, pela pressao de grandes calculos sobre a
parede da vesicula proporciona necrose, resultando na formacado de uma fistula
colecistoentérica, que permite a passagem direta de calculos para a luz
intestinal.'*2728

A grande maioria destes célculos passa espontaneamente sem produzir
obstrucdo. No entanto, calculos maiores que 2-2,5 cm de diametro geralmente ficam

impactados no trato digestivo'*%"2°

e calculos maiores de 5cm possuem maior
probabilidade de impactar.®® Adicionalmente, estenoses e outras anormalidades
intestinais também aumentam a chance de o célculo impactar.®' Subsequentemente,
a maior parte das fistulas envolve o duodeno, mas fistulas com o estdbmago e o
célon também foram descritas.??*

Dessa forma, a Sindrome de Bouveret compreende uma serie de condi¢coes
causadas pela obstrucdo da saida gastrica devido a migragédo de calculos biliares
para o piloro e duodeno via fistula colecistoentérica. Sendo, portanto, um importante
diagnéstico diferencial em pacientes com sindromes obstrutivas intestinais e histéria

pregressa de quadros cronicos de litiase biliar associados a colecistites.
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4.4 Apresentacoes Clinica

A apresentagdo clinica da Sindrome de Bouveret pode ser comum e
inespecifica. Geralmente, os sintomas iniciam de 5 a 7 dias antes da consulta
médica. Tem sido relatado que 43-68% dos pacientes tem historia de recente célica
biliar, ictericia ou colecistite aguda, mas a sindrome de Bouveret como primeira

."” Nauseas , vomitos e dor abdominal em regido

18-20

manifestagdo também é possive
epigastrica e em hipocéndrio direito sdo frequentes , mas a intensidade dos
sintomas, geralmente, ndo estd associada com as alteracbes anatbmicas
subjacentes. 7 Febre, sinais de desidratacdo e perda de peso pode também estar
presentes. '®Sepse é uma manifestacdo incomum.'’

Menos frequentemente, a sindrome de Bouveret pode apresentar

17192022 gacundéaria & erosdo de artérias celiaca ou duodenal'”'®. A

hematémese
expulsao de célculos durante os vémitos ou a presenca de lesdes esofagicas devido
a vomitos intensos sdo possiveis.'

Dadas as caracteristicas clinicas que sao principalmente inespecificas,
assim como a idade avangcada dos pacientes, essa € uma situacdo crucial a se
considerada como diagnostico diferencial de outras causas de obstrucao da saida
gastrica, como cancer e estenose péptica especialmente em mulheres idosas. 3172

Como foi apresentado, a Sindrome de Bouveret apresenta-se com sintomas
comuns e inespecificos e esses sintomas séo indicativos de uma obstru¢cdo mais
proximal, quando comparada com o ileo biliar classico, em que a obstrugdo

geralmente ocorre no fleo terminal. %
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4.5 Diagnéstico

O diagnéstico € iniciado com base nos achados clinicos e em Exames
laboratoriais sugeridos para complementacdo da investigacdo diagndstica da
Sindrome de Bouveret que podem demonstrar leucocitose, disturbios acido-basicos
e hidroeletroliticos assim como insuficiéncia renal. O nivel dessas alteracdes
depende das comorbidades associadas, da intensidade da resposta inflamatéria e
dos mecanismos de compensacéo do individuo. Menos comuns sédo as alteragdes
nas provas de funcdo hepatica e a elevacdo da amilase sérica. '>'" Achados de
ictericia obstrutiva com elevacao da bilirrubina total e direta, fosfatase alcalina e
gama-glutamiltransferase s&o possiveis dependendo do nivel de obstrucao
anatomica. '® Pode também ser sugerida por estudos de imagem, com diagnéstico
confirmado por endoscopia.

A radiografia de abdome é incomumente a modalidade primaria para
diagnc’;stico.15 No entanto, em cerca de um terco dos casos, pode demonstrar a
Classica triade de Rigler com dilatacdo gastrica, pneumobilia e uma sombra
radiopaca na regido do duodeno representando o calculo biliar ectépico. #3334
Radiografias simples em série também podem ser uteis, demonstrando uma
mudanca relativa na posicdo da sombra. Isto ajuda a confirmar a localizacao
ectopica do calculo biliar. Quando tal mudanca de posicdo € demonstrada nas
radiografias seriadas de abdome, a triade de Rigler torna-se a tétrade de Rigler. A
Radiografia contrastada, deixou de ser utilizado como um meio de rotina de
diagnéstico e estd sendo amplamente substituido pelo TC, pode identificar o nivel de
obstrucdo e pode também mostrar a fistula biliodigestiva. No entanto, ainda é util
quando TC nao esta disponivel ou contraindicada. %

A Ultrassonografia pode ajudar no diagnostico mas, geralmente, apresenta
uma imagem confusa devido as limitagbes determinadas pelas subsequentes
variagfes anatdbmicas assim como distensdo intestinal, colapso ou presenga de ar
na vesicula biliar. '"1%%° A fistula pode ser visualizada quando preenchida com ar ou
fluido mas pode ser também confundida com o ducto biliar comum. Ultrassonografia
também pode revelar pneumobilia e dilatagcéo gastrica. '°

Os exames endoscépicos sao importantes para o diagnostico de SB. A
Esofagogastroduodenoscopia (EGD) permite a visualizagdo da pedra impactada que

aparece como uma massa dura nao carnuda junto com um estdémago dilatado. O
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Ostio duodenal da fistula biliodigestiva pode também ser visto. A importancia da EGD
na sindrome de Bouveret € relatada por ter significancia tanto diagndéstica como
terapéutica. 28°

A melhor técnica de imagem para identificar os elementos da triade de Rigler
é a tomografia computadorizada. Isso é possivel em 75 % dos casos.” Além de
pneumobilia, obstrucao intestinal, calculo ectopico e dilatagdo gastrica, a tomografia
computadorizada também pode descrever a fistula biliodigestiva quando o trato é
realcado por contraste oral positivo ou ar, ou suspeitado indiretamente quando a
vesicula é preenchida pelo contraste oral. '"'® O célculo é visualizado no duodeno
na maioria dos casos '°; entretanto, em 15-25% dos pacientes essa visualizagdo ndo
é possivel devido a isoatenuagéo da bile e fluidos. O uso contraste oral aumenta a
sensibilidade diagndstica da TC uma vez que envolve o calculo biliar. Em pacientes
com vomitos intensos ou intolerancia ao contraste oral, assim como em casos com
célculos isoatenuantes o papel da CPRM pode ser importante, uma vez que
distingue calculos de fluido, visualiza a fistula com maior precisdo e ndo requer 0 uso

de contraste oral.'” 9%
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4.6 Tratamento

O tratamento ideal para pacientes com sindrome Bouveret ainda permanece
controverso na literatura. A estratégia terapéutica deve ser planejada levando em
consideracao diversos parametros, tais como o estado geral do paciente, a sua
idade, co-morbidades, o local da obstrug¢ado, o estado inflamatério local, o tamanho
do calculo e da fistula *' e a presenca de mais de um calculo. A evolugdo pode ser
influenciada pela demora em estabelecer um diagndstico correto e a aplicagao do
tratamento apropriado. O principal objetivo é eliminar a obstrucdo, removendo a
pedra impactada. Isto pode ser conseguido por via endoscépica, cirurgicamente ou
usando outro tipo de técnica. '

O manejo atual concentra-se inicialmente em técnicas menos invasivas,
tendo em conta a idade avangada e as graves doengas concomitantes que afetam a
maioria dos pacientes. ?° A endoscopia parece desempenhar um papel importante
devido ao seu caracter menos invasivo e menor taxa de complicacdes. '’ Muitas
técnicas endoscépicas tém sido relatadas em todo o mundo como a remocéo
endoscépica, extracao liquida, litotripsia mecanica, litotripsia electroidraulica e
litotripsia intracorp6rea a laser, ou combinacdes dessas técnicas. A Litotripsia
extracorpérea por ondas de choque também tem sido usada com sucesso. '8 2021
No entanto, quando o calculo é muito grande, a endoscopia geralmente falha. % E
uma desvantagem importante da litotripsia € que fragmentos de calculo podem
migrar e afetar distalmente convertendo sindrome de Bouveret em ileo biliar distal.
1723 Dessa forma, falhando a desimpactacdo endoscépica, a cirurgia continua ser o
método terapéutico classico.

Convencionalmente, a sindrome de Bouveret tem sido tratada com
laparotomia e enterotomia com altas taxas relativas de morbidade e mortalidade de
60% e 30%, respectivamente. Cirurgia aberta, laparoscépica ou manejo assistido
laparoscopicamente tem sido relatados com resultados positivos para remocao de
calculos Dbiliares impactados. Cirurgia minimamente invasiva assistida
endoscopicamente também tem sido descrita. 2%

Enterolitotomia ou gastrostomia combinado com colecistectomia e
fechamento da fistula como um procedimento definitivo de 1 ou 2 fases é pesado
contra enterolitotomia simples ou gastrostomia com colecistectomia e fechamento da

fistula realizada somente se os pacientes experimentam sintomas futuros. Os
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defensores da primeira temem as possiveis complicacées de um procedimento biliar
nao definitivo. Estes incluem colangite, colecistite, ileo recorrente, sangramento
gastrointestinal, e carcinoma da vesicula biliar.®* Defensores da Gltima argumentam
que a necessidade de um procedimento biliar definitivo pode n&o surgir devido ao
elevada chance de fechamento espontaneo da fistula na presenca de um ducto
cistico patente e a auséncia de calculos residuais na vesicula biliar.

A literatura tem demonstrado que apenas 10% dos pacientes necessitam de
cirurgia adicional para sintomas biliares persistentes e ndo apresentou provas que
sustentem o risco tedrico de desenvolvimento de carcinoma da vesicula biliar com
fistula biliodigestiva persistente. *® Além disso, os defensores da extragao de pedras
simples consideram um procedimento demorado e/ou eventualmente desnecessario
um convite para 'morbidade adicional' 'desnecesséaria'’ e mortalidade. A taxa de
mortalidade relatada associada a extraccao de pedra simples é de 12%, enquanto
que associado a um procedimento definitivo um estagio é 20% a 30%. ">’ Por outro
lado, os defensores de um procedimento biliar definitivo ndo atribuem a consideravel
morbidade e mortalidade associada a sindrome de Bouveret ao tempo operatério
prolongado, mas para 2 outras razbes principais: primeiro é a populacao de idosos
com multiplas comorbidades médicas em que ocorre normalmente; segundo é o
impacto negativo do atraso no diagnéstico desta entidade clinica rara e atipica no
bem-estar geral do paciente. * Os dados da literatura ndo se posicionam a favor de
uma determinada estratégia cirurgica para o manejo da Sindrome de Bouveret.

A estratégia operatéria deve ser planejada com base em ambos os fatores
relacionados ao paciente e achados operatérios. O primeiro inclui a idade do
paciente, comorbidades e bem-estar geral. O ultimo inclui o estado inflamatério local
(condigéo do tecido no local) e se calculos biliares adicionais estdo presentes ou
nao. A abordagem cirurgica sob medida €, portanto, a chave para o sucesso do

manejo da sindrome de Bouveret. '>%%
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5. CONCLUSAO

Em suma, a sindrome Bouveret € uma uma entidade rara, que afeta
mais frequentemente mulheres idosas, sendo causa incomum de obstrucdo
intestinal e ocorre devido a impactagcédo de célculo biliar no duodeno. Apresenta-se
com sintomas comuns e inespecificos, sendo diagnosticada por exames
complementares de imagem. O seu tratamento ainda permanece controverso na
literatura mundial, devendo ser planejado levando-se em consideragdo diversos
parametros, como o estado geral do paciente, a sua idade e comorbidades. A
evolugao pode ser influnenciada pela demora em estabelecer um diagndstico correto

e a aplicagao do tratamento adequado.
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