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RESUMO

Introducdo: A prevaléncia de colelitiase estd entre 0,13% e 2% em criancas, e
coledocolitiase ocorre em 10% a 20% destes pacientes. As diferencas nos valores
laboratoriais normais e no tamanho do ducto biliar entre criancas e adultos representam
desafios na identificacdo de fatores preditivos de coledocolitiase e 0 seu manejo nesta
populagdo®. A colangiopancreatografia retrograda endoscdpica (CPRE) é o método de
escolha para avaliacao e tratamento de distdrbios pancreatobiliares, porém muitos centros
tém limitacdo de idade e tamanho para CPRE, Nesses casos, 0s métodos percutaneos sao
preferidos como alternativa’.

Relato de caso: Paciente do sexo masculino, 8 meses, portador de sindrome de Down
com atresia de esdfago long-gap e comunicacdo interartrial, iniciou quadro de ictericia as
custas de bilirrubina direta, submetido a ultrassonografia de abdome que evidenciou
dilatacdo das vias biliares intra e extra-hepaticas; hepatocolédoco dilatado medindo 0,8
cm, contendo célculo de 0,7 cm impactado na papila. Pela falta de disponibilidade de
CPRE, optou-se por drenagem percutanea das vias biliares e colangioplastia, realizados
pela equipe de radiologia intervencionista no Instituto Nacional do Céancer, com posterior
colecistectomia videolaparoscépica realizada no Instituto Fernandes Figuera, ambos
realizados com sucesso.

Discussdo: Uma das principais complicacGes da colelitiase € a coledocolitiase, patologia
de manejo pouco estudado na pediatria, principalmente em lactentes, por ser uma rara
causa de colestase nesta populagio®. O manejo da coledocolitiase pediatrica evoluiu, mas
ha dados limitados na aplicacdo de diretrizes estabelecidas para adultos na populagao
pediatrical. Apesar de ser o método de escolha para 0 manejo de coledocolitiase, a CPRE
pode ndo estar disponivel ou falhar devido a limitagdes em criangas, como a idade e
tamanho do paciente, além de dificuldades anatdmicas’. Como alternativas a CPRE, ha
opcOes igualmente seguras e eficazes para a populacdo pediatrica, como a abordagem
percutanea transhepatica guiada por colangiografia ou a realizacdo de exploracdo de vias
biliares durante a colecistectomia videolaparoscopica.

Conclusao: A remocao de calculos do ducto biliar pode ser uma tarefa desafiadora em
criangas e € baseada na disponibilidade de cada técnica. No entanto, h4 escassez de
estudos sobre algoritmos ou escores de risco para 0 manejo da doenca, além de limitagdes
na aplicabilidade das diretrizes estabelecidas para adultos na populacdo pediatrica. O
tratamento percutaneo transhepatico € um metodo seguro e eficaz para pacientes
pediatricos, sendo uma alternativa viavel quando o procedimento endoscopico ndo esta
disponivel ou falhou, principalmente em pacientes com comorbidades e maior risco para
procedimentos de grande porte como a exploracdo de vias biliares cirurgica.

Palavras-chave: coledocolitiase, colelitiase, colangiopancreatografia  retrograda
endoscopica, criancas, escore de risco, pediatrica.



ABSTRACT

Introduction: The prevalence of cholelithiasis is between 0.13% and 2% in children, and
choledocholithiasis occurs in 10% to 20% of these patientsl. Differences in normal
laboratory values and bile duct size between children and adults represent challenges in
identifying predictive factors for choledocholithiasis and its management in this
population®. Endoscopic retrograde cholangiopancreatography (ERCP) is the method of
choice for the evaluation and treatment of pancreaticobiliary disorders, but many centers
have age and size limitations for ERCP. In these cases, percutaneous methods are
preferred as an alternative’.

Case report: Male patient, 8 months old, with Down syndrome with long-gap esophageal
atresia and interartrial septal defect, developed jaundice due to direct bilirubin, underwent
abdominal ultrasound which showed dilation of the intra-bile ducts. and extrahepatic;
dilated hepatic bile duct measuring 0.8 cm, containing a 0.7 cm stone impacted in the
papilla. Due to the lack of availability of ERCP, we opted for percutaneous drainage of
the bile ducts and cholangioplasty, performed by the interventional radiology team at the
National Cancer Institute, with subsequent laparoscopic cholecystectomy performed at
the Fernandes Figuera Institute, both performed successfully.

Discussion: One of the main complications of cholelithiasis is choledocholithiasis, a
pathology that has been little studied in pediatrics, especially in infants, as it is a rare
cause of cholestasis in this population®. The management of pediatric choledocholithiasis
has evolved, but there is limited data on the application of established guidelines for adults
in the pediatric population®. Despite being the method of choice for managing
choledocholithiasis, ERCP may not be available or fail due to limitations in children, such
as the patient's age and size, in addition to anatomical difficulties’. As alternatives to
ERCP, there are equally safe and effective options for the pediatric population, such as
the percutaneous transhepatic approach guided by cholangiography or exploration of the
bile ducts during laparoscopic cholecystectomy.

Conclusion: Removing bile duct stones can be a challenging task in children and is based
on the availability of each technique. However, there is a lack of studies on algorithms or
risk scores for disease management, in addition to limitations in the applicability of
guidelines established for adults in the pediatric population. Percutaneous transhepatic
treatment is a safe and effective method for pediatric patients, being a viable alternative
when the endoscopic procedure is not available or has failed, especially in patients with
comorbidities and greater risk for major procedures such as surgical exploration of the
bile ducts.

Keywords: choledocolithiasis, cholelithiasis, endoscopic retrograde
cholangiopancreatography, children, risk score, pediatric.
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INTRODUCAO

A prevaléncia de colelitiase esta entre 0,13% e 2% em criancas, e coledocolitiase ocorre
em 10% a 20% destes pacientes. As diferencas nos valores laboratoriais normais e no
tamanho do ducto biliar entre criangas e adultos representam desafios na identificacdo de
fatores preditivos de coledocolitiase e 0 seu manejo nesta populagio?.

Diretrizes anteriores para adultos propuseram multiplos fatores clinicos de risco para a
avaliacdo de coledocolitiase (por exemplo, presenga de calculo em exames de imagem e
marcadores séricos de obstrugao biliar, além do calibre do ducto cistico), o que pode
permitir a estratificagdo dos pacientes com maior probabilidade de se beneficiarem da
colangiopancreatografia retrograda endoscopica (CPRE)!. No entanto, ainda ndo ha
diretriz ou escore especificos para 0 manejo em criancas.

A CPRE é o método de escolha para avaliagdo e tratamento de disturbios
pancreatobiliares, incluindo obstrucdo biliar, porém muitos centros tém limitacdo de
idade e tamanho para CPRE, sendo muitas vezes dificil de realizar em lactentes pequenos.
Nesses casos, 0s métodos percutaneos sio preferidos como alternativa®.

A eliminacdo de célculos no ducto biliar pode ser uma tarefa desafiadora em criancgas
pequenas e baseia-se na disponibilidade e experiéncia em cada método. Técnicas
intervencionistas percutaneas, métodos endoscopicos ou procedimentos cirurgicos estao

disponiveis para o tratamento de criangas com coledocolitiase®.

RELATO DE CASO

Paciente do sexo masculino, 8 meses, portador de sindrome de Down com atresia de
esofago long-gap e comunicacdo interartrial, sendo submetido a gastrostomia,
esofagostomia e traqueostomia no periodo neonatal. Iniciou quadro de ictericia em
19/06/2023, sendo internado em 20/06 no Instituto Fernandes Figueira (IFF) para

investigacao clinica. Ao exame fisico de admissdo apresentava-se em bom estado geral,



eupneico em ar ambiente, ictérico 4+/4+, hidratado, aciandtico. Abdome indolor, com
hepatomegalia a 2 dedos do rebordo costal. Méde nega febre ou outros sintomas
associados. Foi submetido a exames laboratoriais, que evidenciaram aumento de
bilirrubina total (7,4mg/dL) com predominio de bilirrubina direta (5,7mg/dL), aumento
de fosfatase alcalina (1479U/L) e gama GT (3150U/L), além de sorologias para hepatites
negativas. Na tabela 1 é apresentada a evolugdo laboratorial do paciente dos meses

anteriores até o inicio do quadro descrito.

eoATA | BT | 2 [ Too [ Tor | FA | oT
16 123 250

0371123 142 0,64 34

19712723 022 02 73 84 - 227
29/03/23 o0 000 &l 40 513 57
05/04/23 0,10 0,04 49 47 - 99

20/06/23 T,.40 5,74 357 355 1479 3150

Tabela 1 — Demonstragdo de evolugdo laboratorial dos meses anteriores até o quadro descrito. Lab

laboratorio; BT = bilirrubina total; BD = bilirrubina direta; TGO = transaminase oxalacética; TGP

transaminase piravica; FA = fosfatase alcalina; GGT = gama GT.

Foi submetido também a ultrassonografia (US) de abdome que evidenciou dilatacdo das
vias biliares intra e extra-hepaticas; hepatocolédoco dilatado medindo 0,8 cm, contendo
calculo de 0,7 cm impactado na papila; vesicula biliar com paredes discretamente

espessadas contendo lama e calculos moveis em seu interior (figura 1).



COLEDOCO

Figura 1 — A: US evidenciando hepatocolédoco dilatado medindo 0,8 cm; B: hepatocolédoco contendo
calculo de 0,7 cm impactado na papila; C: vesicula biliar com paredes discretamente espessadas contendo
lama e calculos méveis em seu interior

Paciente manteve-se clinicamente estavel e sem sinais de infeccdo, com bilirrubina em

queda e em uso de Ursacol.

Pela falta de disponibilidade de CPRE devido a idade do paciente, apds discussao clinica
multidisciplinar, optou-se por drenagem percutanea das vias biliares e colangioplastia,
realizados pela equipe de radiologia intervencionista no Instituto Nacional do Cancer
(INCA) em 04/07/2023, sob sedacdo com anestesia local. Colangiografia demonstrou
calculo em colédoco distal, sendo realizada papilotomia com baldo e expulsdo do calculo

para duodeno, alem de drenagem biliar externa (figura 2).

Em 7 dias foi submetido a nova colangiografia percutanea, a qual evidenciou auséncia de

dilatagdo das vias biliares e auséncia de calculo, sendo retirado dreno, com embolizacéo



do trajeto com gelfoam (figura 3).

Figura 2 — A: Puncéo guiada por USG da via biliar direita com kit de micropuncéo; B: Colangiografia através
de injecdo de contraste iodado demonstra via biliar comunicante, com calculo em colédoco distal (seta) -
> falha de enchimento “cupiliforme”; C-D: Ap6s passagem da bainha introdutora, € retirado o fio-guia e
realizada injecdo de contraste em maior volume para melhor estudo da via biliar; E: Através da bainha
introdutora, € realizada passagem de fio-guia teflonado, mais rigido; F: Através do fio-guia teflonado, é
realizada passagem do baldo 4 x 40 mm para papilotomia
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Figura 3 — Colangiografia percutanea 7 dias apds procedimento inicial

Posteriormente, 10 dias apds o primeiro procedimento, o paciente foi submetido a
colecistectomia videolaparoscopica (figura 4), de dificil execucao pela grande quantidade
de aderéncias entre figado, vesicula biliar e alcas intestinais. A vesicula biliar apresentava
paredes espessadas, grande quantidade de aderéncias entre vesicula biliar e vias biliares,
ndo sendo possivel inicialmente individualizar ducto cistico do colédoco. Ao final da
disseccao foi possivel identificar estruturas sob visdo critica, sendo cauterizada artéria
cistica e realizada ligadura do cistico com prolene 3-0. Foi identificado pequeno orificio
em colédoco compativel com local de entrada de dreno prévio. Optou-se por ndo realizar

rafia devido ao tamanho e por ndo haver extravasamento de bile ao final do procedimento.

Paciente permaneceu internado até dia 18/07/23, mantendo boas condi¢bes clinicas,
quando recebeu alta hospitalar. Na tabela 2 ha evolucédo laboratorial desde a internacao

até 3 meses apos os procedimentos.
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Figura 4 — A: Durante videolaparoscopia, foi identificado orificio em colédoco (entrada de dreno prévio); B:
Visualizado ducto cistico; C: Ligadura de ducto cistico.
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23/06/23 2134 3590
25/06/13 4.9 32 258 302 2032 3891
27106113 53 32 362 410 1s09 3938
02107123 A 2.5 302 377 1211 3454
04/07/23 A 12 394 466 956 3111
12/07/23 1,28 0,86 45 55 471 682
15/08/23 023 0,13 58 52 375 120

30/10/23 0,14 0,06 305 277 368 126

Tabela 2 — Demonstracdo de evolucéo laboratorial desde a internacéo até 3 meses ap6s os procedimentos.

DISCUSSAO

A colelitiase na populacao pediatrica tem sido tipicamente considerada uma doenca rara
associada principalmente a doencas hemoliticas, prematuridade e nutricdo parenteral
prolongada. Contudo, nos ultimos 20 anos, foi relatado um aumento significativo na
prevaléncia de colelitiase ndo-hemolitica, de 1,9 para 4%, destacando-se a obesidade
como uma das principais causas®.

Uma das principais complicacGes da colelitiase é a coledocolitiase, patologia de manejo
pouco estudado na pediatria, principalmente em lactentes, por ser uma rara causa de
colestase nesta populacio® Em neonatos a frequéncia é estimada em muito menos de 1
em 5.000 em um estudo de Yu et al’. No entanto, a coledocolitiase deve ser considerada
no diagnostico diferencial de ictericia pediatrica. Estudos recentes demonstram que até
30% das criangas com colelitiase apresentam alguma forma de obstrugao do ducto biliar,
evoluindo com ictericia, pancreatite ou de forma assintomatica, apresentando-se com
dilatagdo do ducto biliar em exames de imagem?.

O manejo da coledocolitiase pediatrica evoluiu, mas ha dados limitados na aplicacao de
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diretrizes estabelecidas para adultos na populacao pediatrica®. Isso se deve principalmente
as diferencas nos valores laboratoriais normais e no tamanho do ducto biliar entre
pacientes pediatricos e adultos, dificultando a selecao adequada de pacientes para o
tratamento da coledocolitiase em criangas®>. Em um estudo foram realizadas 1016
ultrassonografias em pacientes pediatricos para definicdo de tamanho normal do ducto
cistico de acordo com a idade, sendo estimados os seguintes valores: em prematuros, 0.7
(0.3-1.7) mm; 0 a 2 meses, 1.0 (0.4-2.3) mm; 3 ta 11 meses, 1.2 (0.5-2.9) mm; 1 a 4
anos, 1.4 (0.6-3.3) mm; 5 a 12 anos, 1.9 (0.8-4.3) mm; 13 a 17 anos, 2.3 (1.0-5.2) mmé,
Diretrizes anteriores para adultos propuseram multiplos fatores clinicos de risco para a
avaliacdo de coledocolitiase (por exemplo, presenga de calculo em exames de imagem e
marcadores séricos de obstrugao biliar, além do calibre do ducto cistico), o que pode
permitir a estratificagdo dos pacientes com maior probabilidade de se beneficiarem da
CPRE!. No entanto, ainda ndo ha diretriz ou escore especificos para 0 manejo em
criancas.

A coledocolitiase na populacdo pediatrica historicamente tem sido manejada
cirurgicamente através de colecistectomia videolaparoscépica e colangiografia intra-
operatoria com ou sem exploracéo de vias biliares (abordagem em tempo Gnico)®. Com o
aumento da disponibilidade da endoscopia intervencionista para a populacéo pediatrica,
abordagens endoscopicas tém sido consideradas®, sendo frequentemente realizado o
manejo em 2 tempos nesta populacdo, com a colecistectomia videolaparoscopica
associada & CPRE pré ou pos-operatoria’®.

A colangiopancreatografia retrégrada endoscopica (CPRE) é o método de escolha para
avaliagdo e tratamento de doencas pancreatobiliares, como pancreatite aguda e crénica,
cistos de colédoco e obstrucdo biliar devido a estenoses e calculos. No entanto, a CPRE
pode ndo estar disponivel ou falhar devido a limitagdes em criancas, como a idade e

tamanho do paciente, além de dificuldades anatdmicas®. Como alternativas a CPRE, ha
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opcdes igualmente seguras e eficazes para a populacdo pediatrica, como a abordagem
percutanea transhepatica guiada por colangiografia ou a realizacdo de exploracao de vias
biliares durante a colecistectomia videolaparoscopica. A ultima opc¢éo oferece tratamento
definitivo para a coledocolitiase durante um Gnico ato anestésico’®, porém é uma cirurgia
de maior porte que os demais procedimentos. Ja a abordagem percutanea transhepatica €
um procedimento de menor porte, realizado sob anestesia local e sedacdo, igualmente

resolutivo na desobstrucdo do colédoco.

Em criancas, as complicacdes dos procedimentos biliares transhepaticos percutaneos sao
infeccdo e sangramento devido ao trauma local, podendo evoluir com colangite e
hemobilia, além de perfuragio, mau posicionamento do cateter ou bloqueio do cateter?,
O tratamento clinico com &cido ursodesoxicdlico é recomendado em neonatos com
coledocolitiase se estiverem assintomaticos ou com sintomas leves®. E importante
ressaltar que a coledocolitiase se resolve espontaneamente em até 35-60% dos casos
observados em neonatos e lactentes’.

A diretriz da American Society for Gastrointestinal Endoscopy (ASGE) de 2010 definiu
alto risco alto ou risco muito forte de coledocolitiase como um nivel de bilirrubina total
maior que 4 mg/dL ou calculo no colédoco visto em exames de imagem, e risco moderado
ou risco forte como um nivel de bilirrubina total de 1,8 a 4 mg/dL e um diametro do ducto
biliar comum maior que 6 mm na imagem. Pacientes de alto e moderado risco tém
indicagdo de serem submetidos a CPRE antes da colecistectomiall. Um estudo
retrospectivo unicéntrico em pacientes pediatricos aplicou as diretrizes da American
Society for Gastrointestinal Endoscopy (ASGE) de 2010 e identificou a bilirrubina
conjugada como um indicador importante. A metodologia Baylor “pediatrica modificada”
de 2016 identificou bilirrubina conjugada 0,5 mg/dL como o principal determinante para

coledocolitiase pediatrica na CPRE2, A diretriz da ASGE de 2019 reforga a necessidade
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de estudos adicionais em pacientes pediatricos’.

Em um estudo realizado aplicando as diretrizes da ASGE em uma série de pacientes
pediatricos com suspeita de coledocolitiase submetidos a CPRE mostrou uma
sensibilidade de 59,5% e 48,6% para critérios muito fortes e fortes, respectivamente, e
comentou que é necessario um sistema de pontuacdo pediatrico especifico para melhorar
a previsibilidade.'? Critérios modificados usando bilirrubina conjugada de 0,5 mg/dL em
vez de bilirrubina total tiveram melhor desempenho na identificagao dos célculos.
Concluiu-se também que a dosagem de bilirrubina conjugada, GGT, ALT e AST podem

melhorar a especificidade na identificagao da coledocolitiase?.

CONCLUSAO

A remocdo de célculos do ducto biliar pode ser uma tarefa desafiadora em criancas e é
baseada na disponibilidade de cada técnica. No entanto, ha escassez de estudos sobre
algoritmos ou escores de risco para 0 manejo da doenca, além de limitagdes na
aplicabilidade das diretrizes estabelecidas para adultos na populacao pediétrica.

Com o aumento de casos de colelitiase entre criancas nos ultimos anos e,
consequentemente, de coledocolitiase, estudos sdo necessérios para avaliar critérios
especificos em criancas, incluindo exames de imagem e laboratoriais. Devem ser
desenvolvidas diretrizes especificas para esta populacéo, possibilitando a identificacdo de
pacientes com maior risco de evoluirem com impactacdo de calculo no colédoco e o
melhor manejo destes.

Em relacdo ao manejo, o tratamento percutaneo transhepatico € um método seguro e
eficaz para pacientes pediatricos, sendo uma alternativa viavel quando o procedimento
endoscopico ndo esta disponivel ou falhou, principalmente em pacientes com
comorbidades e maior risco para procedimentos de grande porte como a exploragdo de

vias biliares cirdrgica.
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JUSTIFICATIVA

Com o aumento na prevaléncia de colelitiase e, consequentemente, de suas complicagdes como a
coledolitiase na populacéo pediatrica, torna-se necessario estudo direcionado para 0 manejo destas
patologias em criancas. Estudos estes que ainda sdo escassos e controversos, principalmente em
lactentes, quando comparados aos estudos existentes direcionados para a populacgdo adulta.

OBJETIVO GERAL
Revisar manejo de coledocolitiase na populacéo pediatrica.

OBJETIVO ESPECIFICO
Revisar manejo de coledocolitiase e aplicabilidade de escores de risco ja existentes em adultos para a
populacdo pediétrica, principalmente em lactentes.

META
Desenvolvimento de estudo que pode ser utilizado posteriormente para criacdo de escores de risco
para coledocolitiase e seu manejo na populacdo pediatrica.

METODOLOGIA

Realizou-se, entre agosto de 2023 e janeiro de 2024, revisdo de literatura nas bases de dados PubMed
(motor de busca medical National Library of Medicine), Embase (Excerpta Medica DataBASE) e BVS
Regional Portal Regional da Biblioteca Virtual em Saude) correlacionando os descritores
“Coledocolitiase”; “Colelitiase”; “Colangiopancreatografia retrograda endoscopica”; “Lactentes” e
termos alternativos, apds revisao de prontuério do caso relatado em julho de 2023. Para identificacéo
dos termos de busca foram consultados os vocabulérios controlados da area da salde DeCs
(Descritores em Ciéncias da Saude); MeSH (Medical Subject Headings) e Emtree (Elsevier Life
Sciences Vocabulary).

Aplicados os critérios de elegibilidade, com enfoque cirdrgico, a partir do Resumo/Abstract, dois
revisores selecionaram 17 estudos para leitura na integra, sendo eleitos artigos que confirmaram o
enfoque cirurgico, 12 estudos foram incluidos nesta revisao.

CRONOGRAMA DE ATIVIDADES

Julho/2023: iniciada revisao de prontuério;

Agosto/2023: selecionados artigos para leitura na integra;

Setembro/2023: selecionados artigos com enfoque cirargico a serem utilizados no trabalho;
Novembro/2023: iniciada dissertacao;

Janeiro/2024: finalizado trabalho de conclusdo de curso.

QUESTOES ETICAS
Sem conflito de interesses.

RESULTADOS ESPERADOS
Aprimoramento de manejo multidisciplinar da coledocolitiase na populacéo pediatrica.

PRODUTOS ESPERADOS
Publicacdo em revista indexada.
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