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Prikaz primera / Case report

ANGIODISPLAZIJA PRI OTROCIH - PRIKAZ DVEH PRIMEROV

TWO CASE REPORTS OF ANGIODYSPLASIA IN CHILDREN
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IZVLECEK

Angiodisplazije so zilne spremembe mukoze in/ali submukoze kjer koli v poteku prebavil. Pojavljajo se
predvsem pri odraslih bolnikih. Pri otrocih so izredno redke, zato je v strokovni literaturi objavljenih pri-
merov zelo malo. Vzroka za nastanek angiodisplazij pri otrocih ne poznamo. Privedejo lahko do hemo-
dinamsko pomembne krvavitve iz prebavil. V otroski populaciji angiodisplazije najpogosteje najdemo v
tankem Crevesu in v levem delu debelega ¢revesa, odkrijemo pa jih s CT-angiografijo ali z endoskopskimi
preiskavami, ki so tudi najbolj$i nacin zdravljenja zilnih sprememb. V prispevku predstavljamo klini¢na
primera dveh otrok z angiodisplazijami, ki smo ju uspesno zdravili z argonskim plazemskim koagulatorjem
med kolonoskopijo v splo$ni anesteziji.

Kljucne besede: angiodisplazija, krvavitve iz prebavil, endoskopija, argonski plazemski koagulator.

ABSTRACT

Angiodysplasia is a mucosal and/or submucosal vascular malformation, which can be localised anywhere
in the gastrointestinal tract. It is most commonly described in adults, whereas it is very rarely diagnosed
in the paediatric population, consequently the paediatric data in the literature are scarce. The aetiology of
angiodysplasia in children is unknown. It can present with important bleeding from the gastrointestinal
tract. Angiodysplasia in children is most commonly localised in the small intestine and the left side of the
colon. Angiodysplastic lesions are usually detected by CT angiography and endoscopic procedures, which
are also the optimal therapeutic options. Two children with bleeding angiodysplastic lesions in the colon,
treated successfully with argon plasma coagulation during endoscopy, are described in the article.

Key words: angiodysplasia, gastrointestinal bleeding, endoscopy, argon plasma coagulation.
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UvVOD

Angiodisplazija (AD) je gastrointestinalna zilna
ektazija mukoze in/ali submukoze. Je pridobljena
bolezen, ki ni povezana s koznimi spremembami,
sistemskimi zilnimi boleznimi ali dednimi sindro-
mi (1, 2). Pri odraslih jo v cekumu in proksimal-
nem navzgornjem (ascendentnem) debelem crevesu
odkrijemo v 77 %, v jejunumu in ileumu v 15 %,
v 8 % pa kjer koli drugje v prebavilih (1-3). Pri
otrocih se pogosteje pojavlja v tankem Crevesu ter
v levem delu debelega ¢revesa (3—5). Spremembe
so lahko ploscate, rahlo dvignjene nad povrsino ali
v obliki rdecih, 2-5 mm velikih pikcastih madezev
(1-3, 6, 7). Podobne so teleangiektazijam, ki pa so
za razliko od AD povezane s sistemsko, presnovno
ali dedno boleznijo (1, 8). Opisanih je ve¢ moznih
vzrokov za nastanek zilnih sprememb, najverjetne-
je pa gre za degenerativne spremembe prej zdrave
zilne stene, ki je posledica staranja. Mozen vzrok je
tudi dolgotrajna lokalna hipoksija zaradi sr¢ne, Zilne
ali pljucne bolezni (1, 3, 5, 8, 9). Izsledki raziskav
kazejo, da so le redki bolniki z AD imeli pomembno
neprepoznano sréno napako, kot je aortna zozitev
(10). AD je pogosta bolezen pri odraslih. Pri otrocih
vzroka za nastanek AD ne poznamo, pojavlja pa se
izredno redko (3, 4, 7). V nadaljevanju opisujemo
klini¢na primera dveh otrok s krvavitvami iz pre-
bavil zaradi AD, pri katerih smo uspe$no uporabili
endoskopski na¢in zdravljenja z argonskim plazem-
skim koagulatorjem (APK).

PRIKAZ PRIMEROV

Primer 1

Stiriletni decek je bil januarja 2017 v starosti 3,5
leta iz Enote za pediatricno gastroenterologijo in
prehrano Pediatri¢ne klinike (PeK) Univerzitetne-
ga klinicnega centra (UKC) Maribor premescen na
Klini¢ni oddelek za gastroenterologijo, hepatologi-
jo in nutricionistiko PeK UKC Ljubljana zaradi do-

datne obravnave ob veckratni krvavitvi iz prebavil
in sumu na AD crevesa.

Prej zdrav decek brez pridruzenih bolezni je zbo-
lel junija 2016, ko je obilno odvajal krvavo blato.
Ob sprejemu v UKC Maribor so ugotavljali he-
modinamsko pomembno zmanjSanje vrednosti he-
moglobina, zato je potreboval transfuzijo koncen-
triranih eritrocitov. Opravili so gastroskopijo, ki
razloga za krvavitev ni pojasnila. Histoloski izvid
je potrdil okuzbo s Helicobacter pylori in prejel je
ustrezno eradikacijsko zdravljenje. Cez dva mese-
ca se je krvavitev ponovila. Izvid kolonoskopije je
bil normalen. Decembra 2016 se je hemodinamsko
pomembna krvavitev ponovila tretji¢, tokrat v obli-
ki melene. Opravili so CTA (angl. computed tomo-
graphy angiography), ki je postavila sum na AD.
Ponovljena ezofagogastroduodenoskopija (EGDS)
in ultrazvoc¢na preiskava (UZ) trebuha sta bili brez
posebnosti, prav tako so bili v mejah normalnih vre-
dnosti izvidi scinfigrafije glede prisotnosti Mecklo-
vega divertikla.

Ob premestitvi na Pediatri¢no kliniko UKC Ljublja-
na januarja 2017 je bil decek brez bolecin v trebuhu,
odvajal je normalno oblikovano blato, ki je bilo brez
primesi krvi ali sluzi. V somatskem statusu ni bilo
posebnosti. V laboratorijskih izvidih prav tako ni
bilo ve¢jih odstopanj od normalnih vrednosti. Opra-
vili smo EGDS in kolonoskopijo ter odkrili AD v
sigmi (Slika 1). Izvedli smo elektrokoagulacijo
sprememb z APK z mo¢jo 25 W in pretokom plina
0,8 I/min. Med posegom je prislo do manjse krva-
vitve, zato smo dodatno namestili klipe (Slika 2). V
podro¢ju terminalnega ileuma in cekuma AD nismo
nasli. Ker je decek poleg sveze krvi odvajal tudi
meleno in ker smo na osnovi izvida CTA posumili
na krvavitev iz koncnega dela tankega Crevesa ali
zacetnega dela debelega Crevesa, smo scintigrafijo
na Mecklov divertikel ponovili. Tokrat je pokazala
znake ektopicne zelod¢ne sluznice, a z laparoskopi-
jo Mecklovega divertikla nismo nasli.
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Slika 1. Angiodisplazije v sigmi pred koagulacijo.
Figure 1. Angiodysplasia in the sigmoid colon before coagula-
tion.

Slika 2. Koagulacija z argonskim plazemskim koagulatorjem in
namestitev klipov.
Figure 2. Argon plasma coagulation and insertion of clips.

Zaradi opredelitve AD, ki so pri odraslih bolnikih
pogostejse pri ledvicnih boleznih, srénih napakah in
von Willebrandovi bolezni, smo opravili tudi doda-
tne krvne in slikovne preiskave ter izkljucili motnje
strjevanja krvi in bolezni ledvic, srca in jeter.

Decek je bil junija 2017 na kontrolnem pregle-
du v gastroenteroloski ambulanti. Krvavitve se
po zdravljenju z APK niso ponovile, vrednosti
hemograma pa so bile normalne. V nadaljevanju
nacrtujemo mesecne kontrolne preglede blata na

kri pri izbranem zdravniku, v primeru pozitivne-
ga izvida pa ponovno kolonoskopijo.

Primer 2

Deklico, staro 11 let in pol, zaradi stanja po presadi-
tvi jeter (leta 2007) kot posledice zunajjetrne atrezi-
je zol¢evodov vodimo na nasi kliniki od leta 2015.
Ima tudi Stevilne pridruzene bolezni, kot so nizka
rast, primarna nocna enureza in kroni¢na bolezen
ledvic. Tezave s hemodinamsko pomembno krvavi-
tvijo iz Crevesa so se pojavile leta 2016 med hospi-
talizacijo v Bergamu v Italiji, kjer so diagnosticirali
AD v debelem ¢revesu. Ker moznosti zdravljenja z
APK ni bilo, so jo premestili nazaj v Ljubljano.

Deklica je bila zaradi prirojene zunajjetrne atrezije
zol¢evodov v starosti treh mesecev v UKC Sarajevo
operirana po Kasaiju (v UKC Sarajevo). Ker ope-
racija ni bila uspesna, je v starosti 15 mesecev (leta
2007) sledila presaditev jeter, ki so jo opravili v Za-
grebu (Klinika za Pediatriju Rebro, Klinic¢ki Bolnic-
ki Centar Zagreb). Darovalec je bila dekli¢ina mati
(neskladje krvnih skupin: mati A, deklica B, mati
pozitivna na prisotnost virusa Epstein Barr (EBV)
in citomegalovirusa). Po presaditvi je imela Stevil-
ne zaplete: disfunkcijo biliarne anastomoze in de-
hiscenco, bakterijsko sepso ter reaktiviranje CMV
in EBV. Ob tem so se leta 2012 pojavili dodatni
simptomi z driskami ter motnjami v elektrolitskem
in beljakovinskem statusu. Vsaj enkrat mesecno je
potrebovala zdravljenje z infuzijami elektrolitov in
albuminov. Starsi so zeleli dodatno mnenje glede
dekli¢ine bolezni, zato so se preselili v Slovenijo.
Tako deklico od avgusta 2015 redno vodimo na Pe-
diatri¢ni kliniki UKC Ljubljana. Klini¢no smo ugo-
tavljali nizko rast, kuSingoidne spremembe, caput
medusae, hepatosplenomegalijo in betiCaste prste.
V laboratorijskih izvidih so bile prisotne povisane
vrednosti jetrnih encimov, hipoalbuminemija in pa-
toloske vrednosti testov strjevanja krvi. Zaradi pre-
cej izrazenih nezelenih ucinkov kortikosteroidnega
zdravljenja smo spremenili protokol imunosupre-
sivnega zdravljenja in ga postopno ukinili.
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Leta 2016 je deklica prebolela akutno jetrno odpo-
ved kroni¢no spremenjenih jeter ob sepsi, povzroce-
ni z bakterijo Streptococcus pneumoniae, zato Smo
sprozili postopek za ponovno presaditev jeter. Ob
usmerjenem in podpornem zdravljenju je prislo do
delne regeneracije jeter. Zaradi etioloSko nepoja-
snjene enteropatije z izgubo beljakovin smo deklico
novembra 2016 kljub temu napotili v bolnisnico v
Bergamu (Italija), kjer so ugotavljali portalno hiper-
tenzijo zaradi zoZitve na anastomozi jetrne vene in
posledi¢no enteropatijo z izgubo beljakovin. Opra-
vili so kavografijo z angioplasti¢no razresitvijo zo-
zitve. Med hospitalizacijo v Bergamu je prislo do
hemodinamsko pomembne krvavitve iz Crevesa,
zato je prejela transfuzijo koncentriranih eritrocitov.
S kolonoskopijo so dokazali AD v debelem Crevesu.
Ker v Bergamu niso imeli na voljo ustreznih pri-
pomockov za endoskopsko zdravljenje AD, so jo v
stabilnem stanju poslali nazaj v Slovenijo. Decem-
bra 2016 smo opravili terapevtsko kolonoskopijo
zaradi AD v debelem crevesu z APK (Sliki 3 in 4)
ter elektrokoagulacijo sprememb z APK z moc¢jo 25
W in s pretokom plina 0,8 I/min. Krvavitve iz Creve-
sa se niso ve¢ ponovile. Med rednimi pregledi je de-
klica v stabilnem stanju, v laboratorijskih izvidih pa
Se vedno izstopajo blago povisane vrednosti jetrnih
encimov in nekoliko podaljSan aktiviran parcialni
tromboplastinski ¢as (APTC), medtem ko so vre-
dnosti albuminov in ostali izvidi v mejah normalnih
vrednosti. [zvidi blata na kri so negativni.

RAZPRAVLJANJE

Angiodisplazija (AD) je Zilna struktura z razsirjeno
svetlino in stanjSano zilno steno, ki se nahaja v mu-
kozi ali submukozi sluznice prebavil in rdeckasto
proseva v svetlino prebavil (1-3). Je pomemben
vzrok akutnih in kroni¢nih krvavitev iz prebavil.
Vecinoma se pojavlja pri odraslih bolnikih, starej-
Sih od 60 let. Opisi primerov AD pri otrocih so v
strokovni literaturi redki (1, 3, 4, 7, 11). Pri odra-
slih bolnikih jo najpogosteje odkrijemo v cekumu in
proksimalnem delu debelega crevesa (1-3). Opisu-

Slika 3. Angiodisplazije v cekumu in navzgornjem kolonu pred
koagulacijo.

Figure 3. Angiodysplasia in the caecum and ascending colon
before coagulation.

Slika 4. Sluznica po koagulaciji z argonskim plazemskim koagu-
latorjem.
Figure 4. Mucosal appearance after argon plasma coagulation.

jejo ve¢ moznih mehanizmov nastanka. V desnem
delu debelega Crevesa je napetost zilne stene najve-
¢ja, zato prevladuje mnenje, da je AD posledica kro-
ni¢ne venske obstrukcije. Dolgotrajno lokalno hipo-
ksijo lahko povzrocijo tudi sréne, zilne ali pljucne
bolezni (1, 3, 5, 8, 9). V pediatri¢ni populaciji se
AD najpogosteje pojavljajo v tankem Crevesu in v
levem delu debelega Crevesa, kar nakazuje drugac-
no patofiziologijo zilnih sprememb pri otrocih (3,
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11). Tudi v obeh opisanih klinicnih primerih smo
odkrili zilne spremembe v predelu zadnjega dela
debelega crevesa, kot je znacilno za pediatricno
populacijo. Vzroka AD pri otrocih Se ne poznamo.
V prvem klini¢nem primeru je bil decek prej zdrav,
v drugem primeru pa je deklica imela dolgotrajno
portalno hipertenzijo. V literaturi smo nasli opis kli-
ni¢nega primera Sestnajstletnega decka z AD in por-
talno hipertenzijo, zato morda portalna hipertenzija
scasoma lahko povzroc¢i spremembe zil v sluznici
crevesa (12).

Ker je bolezen pri otrocih redka, jo pogosto dia-
gnosticiramo pozno, v povprecju v 2,9 leta (3, 7,
11, 13). V opisanih primerih smo vzrok krvavitve
odkrili hitro, v prvem primeru v Sestih mesecih po
zacetku tezav, v drugem primeru pa Ze v nekaj dneh
po pojavu akutne krvavitve. Vsekakor pa moramo
pri nejasni krvavitvi iz prebavil tudi pri otrocih raz-
misljati o AD.

Stevilni bolniki z AD nimajo simptomov, zato jo
naklju¢no odkrijemo pri kolonoskopiji v sklopu
presejalnih pregledov. Pojavnost aktivne krvavitve
iz prebavil pri odraslih bolnikih z AD ocenjujejo na
<10 % (1, 6, 14, 15). Klini¢ni znaki se razlikujejo,
in sicer od hematemeze, melene ali hematohezije
do zgolj prikrite krvavitve (pozitiven hematest) in/
ali slabokrvnosti zaradi pomanjkanja zeleza (1, 6,
11). Tudi pri otrocih je prevladujo¢ simptom AD kr-
vavitev iz prebavil razlicne stopnje in jakosti (11,
16). Zaradi venskega izvora so krvavitve navadno
hemodinamsko nepomembne. Pri 15 % otrok z AD
se tezave pokazejo z akutno masivno krvavitvijo (1,
15). V prikazanih primerih sta oba otroka imela he-
modinamsko pomembno krvavitev iz prebavil. An-
giodisplasti¢ne spremembe so v prebavilih pogosto
prisotne na vec¢ razli¢nih mestih. Tako pri decku
kot tudi pri deklici smo jih odkrili samo v podrocju
levega dela debelega ¢revesa. Zaradi prisotnosti Se
ve¢ nediagnosticiranih Zzilnih sprememb drugje v
prebavilih se bo krvavitev morda ponovila. V veliki
vecini primerov (> 90 %) se krvavitve ob konzerva-
tivnih ukrepih sicer spontano zaustavijo (15).

Diagnosti¢ni pristop pri krvavitvah iz prebavil se
razlikuje glede na vrsto in jakost krvavitve, bolni-
kovo starost in prisotnost pridruzenih bolezni. Naj-
prej opravimo endoskopske preiskave (1, 3, 11, 15,
17-19). Ker v nasih primerih z gastroskopijo vzroka
krvavitve iz prebavil nismo ugotovili, smo opravili
kolonoskopijo kot diagnosti¢no in terapevtsko me-
todo, saj obCutljivost preiskave presega 80 % (1).
Tipi¢en endoskopski izgled sluzni¢nih sprememb
je skupek ploscatih, rahlo dvignjenih sprememb
nad sluzni¢no povrsino ali rdecih, 2—-5 mm velikih
pikcastih madezev (1-3, 6, 7). Podobne spremembe
smo ugotavljali tudi v prikazanih klini¢nih primerih
(Sliki 1 in 3). Obcutljivost preiskave pri odkrivanju
AD je $e vecja ob hkratni CTA, ki je oblutljiva, spe-
cifiCna in neinvazivna preiskava ter zato zlati stan-
dard pri diagnosticiranju AD (3, 13, 20, 21). CTA
je v prvem opisanem primeru poleg sprememb v
sigmi pokazala tudi sum na krvavitev iz terminal-
nega ileuma in cekuma, kjer AD sprememb s kolo-
noskopijo nismo nasli. V drugem primeru preiskave
nismo opravili, saj smo vzrok krvavitve odkrili ze s
kolonoskopijo.

Zdravljenje AD se razlikuje glede na resnost krva-
vitve, bolnikovo hemodinamsko stabilnost in po-
navljanje tezav (3). Pri hemodinamsko stabilnem
bolniku, predvsem v otroski populaciji, se lahko
odlo¢imo za konzervativen pristop, saj ve€ina kr-
vavitev spontano preneha (1, 15, 16, 22). Obilne
in ponavljajoCe se krvavitve zahtevajo zdravljenje.
V obeh primerih sta bolnika zaradi pomembnega
zmanjSanja vrednosti hemoglobina potrebovala
transfuzijo koncentriranih eritrocitov. Najpogoste-
je AD zdravimo z endoskopskimi obliteracijskimi
tehnikami, kot so monopolarna elektrokavterizaci-
ja, termokoagulacija, skleroterapija, ligacija in APK
(1, 5, 20, 22-25). Najbolj uspesna metoda je APK
in deluje z visokofrekven¢nim dvosmernim elek-
tricnim tokom, ki ga v tkivo dovajamo s pomocjo
ioniziranega argonskega plina (24). V obeh prime-
rih se je izkazala kot ucinkovita, saj se krvavitev
vsaj pol leta po opravljeni metodi ni ponovila. Ce z
endoskopskimi metodami nismo uspesni, opravimo
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kirursko odstranitev prizadetega dela ¢revesa (4, 13,
17). Smrtnost po kirurskem zdravljenju je pri odra-
slih med 10 % in 50 % (13), pri otrocih pa podatkov
o smrtnosti zaradi majhnega Stevila opisanih prime-
rov zal nimamo.

Angiodisplazije se kljub zdravljenju lahko pono-
vijo, zato bomo otroka redno sledili s kontrolnim
spremljanjem rdece krvne slike in rednim testira-
njem na okultno krvavitev iz ¢revesa. Pri bolnikih,
ki nimajo simptomov, ponovne kolonoskopije niso
potrebne, saj je napoved izida bolezni ve¢inoma do-
bra (3).

ZAKLJUCEK

Ceprav je angiodisplazija bolezen, ki je pri otrocih
izredno redka, moramo med diferencialnodiagno-
sticnimi moznostmi ponavljajocih se krvavitev iz
prebavil pomisliti tudi nanjo. V ve€ini primerov
krvavitve prenehajo spontano, zato priporocamo
konzervativno zdravljenje. V redkih primerih, ko so
krvavitve hemodinamsko pomembne, je neizogibno
endoskopsko in/ali operativno zdravljenje.
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