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RESUMO

A fibrose retroperitoneal (FR) é uma doenca rara, caracterizada por inflamacdo e fibrose na periferia da aorta abdominal
comdisseminacdo aolongodo espaco retroperitoneal, invadindo estruturas contiguas. Em cerca de dois tercos dos casos
esta condicdo é idiopdtica havendo uma etiologia definida nos restantes. Mais frequentemente as formas secundarias
estdo associadas a farmacos e neoplasias, no entanto outras situacdes podem levar ao desenvolvimento da doenca. Na
Gltima década tem surgido alguma evidéncia de que a FR estd associada a angioplastia, stenting ou implantacdo de endo-
prétese nos eixos aortoiliacos, no entantoaliteratura publicada é muito escassa. Apresentamos a nossa experiénciacom
dois doentes com isquemia grau IIb, um com estenose pré-oclusiva da artéria iliaca comum esquerda tendo sido subme-
tido angioplastia e stenting dalesdo, outro com estenose morfologicamente significativa da aorta abdominal infrarrenal
tendo sido submetido a angioplastia e colocacdo de dois stents cobertas aortoiliacos sob a forma de kissing stent. Ambos
os doentes desenvolveram dor lombar marcada tendo sido visualizado em angio-TC um processo inflamatério periadrti-
co sugestivo de fibrose retroperitoneal que posteriormente evoluiu para aneurisma inflamatério da aorta abdominal. O
mecanismo fisiopatoldgico desta alteracdo ndo se encontra descrito, no entanto, poderemos supor que a angioplastia e
stenting podera levar a rotura daintegridade da placa aterosclerética com exposicdo de antigénios contidos no seu inte-
rior desencadeando uma resposta inflamatérialocal. Por outro lado, podera existir uma reacdo imunolégica diretamente
contra o stent. E importante pensar nesta possivel complicacdo, uma vez que existe uma notavel resposta a corticotera-
pia e pela possibilidade de desenvolvimento de aneurisma da aorta inflamatério.
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ABSTRACT

Retroperitoneal fibrosis (RF) is a rare disease, characterized by inflammation and fibrosis in the periphery of the abdominal
aorta which spreads within the retroperitoneal space, invading adjacent structures. In about two thirds of the cases this
condition is idiopathic presenting a identified cause in the rest. In the majority of cases, secondary forms are associated
with drugs and neoplasia, but there are more situations that can lead to the development of the disease. Recently, evidence
has emerged that RF is related with angioplasty, stenting or implantation of endoprosthesis in aortoiliac axes, however,
literature is very scarce. We present our experience with two patients with grade IIb arteriopathy, one with preocclusive
stenosis of the left common iliac artery treated with angioplasty and stenting of the lesion, other with morphologically
significant stenosis of the infrarenal abdominal aorta where angioplasty and placement of two aortoiliac stentgrafts in the
formof kissing the stent was performed. Both patients have manifested marked lumbar pain with a periaortic inflammatory
process suggestive of retroperitoneal fibrosis visualized in CT angiography that evolved to abdominal inflammatory aortic
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aneurysm. The pathophysiology of this findings is not known,; however, we may assume that angioplasty and stenting can

disturb plaque integrity with antigen exposure triggering a local inflammatory response. On the other hand, an immune

reaction directly against the stent may arise. It is important to think about this occurrence, since there is a good response to
steroid therapy in this patients and because of the possible progression to inflammatory aortic aneurysm.
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INTRODUCAO

A crescente utilizacdo da terapéutica endovascular esta
associada a um novo conjunto de complicacdes como a
rotura arterial, embolizacdo, dissecdo, trombose, falén-
Cia na expansdo, incorreto posicionamento e migracdo do
material implantado®?3, A infecdo do stent embora seja
uma complicacdo rara, é grave, pois exige a suaremocdo®,
A literatura publicada é muito escassa sobre a possibilida-
de da angioplastia, stenting ou implantacdo de endoproéte-
se poder induzir fibrose retroperitoneal (FR) ou alteracdes
inflamatérias periadrticas.

A FR ou doenca de Ormond é uma doenca rara, caracteri-
zada pelo desenvolvimento de tecido fibro-inflamatério
envolvendo a aorta abdominal e as artérias iliacas com
progressdo ao longo do espaco retroperitoneal, invadindo
estruturas contiguas nomeadamente os ureteres®. Em
cerca de dois tercos dos casos a FR é idiopatica sendo nos
restantes secundaria a neoplasias, farmacos, radioterapia,
trauma ou infec8es®. A idade média do seu diagndstico
situa-se na 6° e 7% décadas de vida'” sendo a incidéncia no
sexo masculino trésvezes superior a do sexo feminino®,

A FR idiopdtica estd englobada no espectro das manifes-
tacBes da periaortite crénica, entidade esta caracterizada
por inflamacdo adventicial e periadventicial, estreitamen-
todamédiaeaterosclerose avancada. Asrestantes formas
da doenca englobam o aneurisma inflamatério da aorta
abdominal e a fibrose retroperitoneal perianeurismatia®.

A patogénese da FR permanece desconhecida. A teoria
mais aceite propde que a doenca se deve a uma resposta
inflamatéria local a antigénios presentes na placa ateros-
clerética da aorta®®. Esta evidéncia é favorecida pelo
facto da periaortite crénica estar fortemente associada a
presenca do alelo HLA-DRB*03 sendo este também encon-
trado em varias doencas autoimunes.(b.

Descrevemos 2 casos clinicos em que apds a realizacdo de
stenting aortoiliaco se observou o desenvolvimento de
fibrose retroperitoneal e aneurisma adrtico inflamatdrio.

CASOCLINICO1

Doente de 58 anos fumador, com antecedentes de doenca
cardiaca isquémica, DPOC e diabetes mellitus tipo 2, refe-
renciado a consulta de cirurgia vascular por isquemia grau
IIbdomembroinferior esquerdo. O doente realizou angio-TC
que demonstrou estenose morfologicamente significativa
daartériailiaca comum esquerda (AICE) e um didametro adrti-
co maximo de 23.4mm, sem evidéncia de outras alteracdes
nomeadamente inflamagdo adrtica, periadrtica ou retrope-
ritoneal (Fig. 1). ApGs caracterizacdo angiografica da doenca,
foi confirmada uma estenose pré-oclusiva da AICE (Fig. 2) e
realizada a angioplastia e stenting (nitinol 10X100mm) da

lesdo (Fig. 3), com resolucdo imagioldégica e clinica.

Fig. 1 Reconstrucdo tridimensional de angio-TC a demonstrar
estenose da artéria iliaca comum esquerda; Corte transversal de
angio-TC onde é visivel a artéria aorta permedvel sem espessamen-
to parietal ou dilatacdo aneurismdtica.

Odoente manteve-se emvigilanciaregulardurante trésanos
ndo havendo qualquer alteracdo clinica ou hemodinamica.
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Fig. 4 Massa com densidade de partes moles a envolver a aorta
infrarrenal observada na Angio-TC, 3 anos apds stenting da artéria
iliaca comum esquerda.

Fig. 2 Arteriografia a demonstrar estenose da artéria iliaca comum O doenteiniciou terapéutica com metilprednisolona numa

esquerda, dose diaria de 16mg com melhoria marcada das queixas
apos 2 meses, procedendo-se a reducdo gradual da dose.

Fig. 3 Libertacdo Foi possivel suspender o farmaco apés 8 meses, ndo ocor-

/%Z?@V/‘UMU/MM”e”me rendo recorréncia sintomatoldgica até ao momento.
Contudo, em angio-TC realizado 5 anos apdés o stenting
observa-se diminuicdo da espessura da densificacdo da
gordura periadrtica, associada a aneurisma inflamatério
daaortaabdominalinfra-renal com 31mm de diametro, (Fig.
5)0 qual se mantém em vigilancia.

igmm
:
Nesta altura, inicia queixas de dor lombar incapacitante

com irradiacdo para a regido anterior do abdémen tendo . ¥ g
em consequéncia realizado nova angio-TC abdomino-pél-
vico onde se observou densificacdo da gordura periadrtica
infra-renal a sugerir um padrdo inflamatério estendendo-
-se para as artérias iliacas comuns de forma circunferencial,
e apresentando uma espessura maxima de cercade 1,5cm.
Esta observacdo fez o diagndstico de fibrose retroperito-
neal (Fig. 4), ja que a infecdo havia sido excluida pela reali-
zacdo de uma imunocintigrafia anti-granulécitos. Ndo foi  Fig. 5 Aneurisma da aorta abdominal identificado em angio-TC com
possivel recuperar os valores de velocidade de sedimenta-  c€"c@de31mm.

cdo eda proteina-creativa (PCR).
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CASOCLINICO 2

Homem de 67 anos, fumador, com doenca cardiaca isquémi-
ca, hipertensdo arterial, diabetes mellitus tipo 2 e dislipide-
mia, referenciado a consulta de cirurgia vascular por isque-
miagraullbdos membrosinferiores. O doente foi submetido
a estudo vascular com angio-TC e angiografia cldssica que
demonstrou estenose morfologicamente significativa da
aorta abdominal infrarrenal (Fig. 6) tendo sido submetido
a angioplastia e colocacdo de duas endopréteses cober-
tas (nitinol e PTFE 8X100mm) aorto-iliacas sob a forma de
kissing stent (Fig. 7), com resolucdo imagioldgica e sintoma-
toldgica. A angio-TC prévia ao tratamento demonstrava um
diametro adrtico maximo de 20.6mm (Fig. 8).

Fig. 6 Aortografiaa
demonstrar estenose
da aorta abdominal
infrarrenal.

Fig. 7 Libertacto de duas endoprdteses aortoiliacas; Reconstructio
tridimensional a demonstrar o correto posicionamento das endopro-
teses gortoiliacas.

Aos quatro meses, o doente inicia dor lombar incapaci-
tante com irradiacdo para o membro inferior direito tendo
realizado nova angio-TC abdomino-pélvico onde se obser-
vou espessamento circunferencial a envolver a parede da

aorta terminal sugerindo fibrose retroperitoneal (Fig. 9), ja
que a infecdo havia sido excluida pela realizacdo de uma
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~ .
20,6 mm

Fig. 8 Angio-TC pré-tratamento a demonstrar diGmetro mdximo da
aorta de 20.6mm, com estenose suboclusiva.

imunocintigrafia anti-granulécitos. Apresentava elevacdo
dos parametros inflamatérios com PCRde 161,76 mg/L.

Fig. 9 Densificacdo peri-adrtica observada em angio-TC 4 meses
apds colocacdo de stentgraft.

O doente iniciou terapéutica com prednisolona numa dose
diaria de 20mg com resolucdo sintomatolégica e reducdo
da PCR para 23,38 mg/L apés 2 meses de tratamento. Foi
possivel suspender o farmaco apés um ano, ndo ocorrendo
recorréncia dos sintomas até ao momento.

No entanto, em angio-TC realizado dois anos apds o sten-
ting observou-se espessamento da gordura periadrtica
associado a aneurisma da aorta abdominal infrarrenal com
cerca de 31mm de diametro (Fig. 10) que se encontra atual-
mente em vigilancia.




Fig. 10 Aneurisma da aorta abdominal observada no Angio-TC de
controlo com aproximadamente 31mm.

DISCUSSAO

AFRéuma entidade clinica que tem merecido grande aten-
cdo médica nos ultimos anos. Embora a sua forma idiopati-
ca seja a mais comum, a doenca pode ser secundaria a um
vasto leque de condicdes clinicas. Sabe-se muito pouco
acerca da possibilidade desta condicdo poder estar asso-
ciada a implantacdo de dispositivos endovasculares. Na
literatura existe apenas um relato de um caso clinico em
que a FR foi secunddria a implantacdo de um kisssing stent
iliaco®?. Foi também ja demonstrada a possibilidade de
existir periaortite e alteracdes fibro-inflamatdrias periadr-
ticas secundarias a implantacdo de endopréteses na corre-
cdo do aneurisma da aorta abdominal, existindo 5 casos
descritos na literatura®314151617) Nalguns destes casos, 0s
doentes apresentaram complicac8es da FR nomeadamen-
te obstrucdo uretral com hidronefrose. Possivelmente, o
facto dos sintomas da doenca serem inespecificos condi-
cionao seu subdiagnéstico.

Embora afisiopatologia da FR ndo esteja totalmente defini-
da, ateoriamaisaceite defende que aFRidiopaticase deve
a uma resposta inflamatéria local a antigénios da placa
aterosclerdtica, nomeadamente lipoproteinas de baixa
densidade oxidadas e depdsitos cerdidest?. No caso parti-
cularde FR e periaortite associada aos stents endovascula-
res o mecanismo fisiopatolégico ndo se encontra descrito
na literatura. Poderemos supor que a angioplastia e sten-
ting podera levar a rotura da integridade intima-média
com exposicdo de antigénios contidos no interior da placa
aterosclerética desencadeando uma resposta inflamaté-
ria local. Por outro lado poderad existir uma reacdo alérgica
ou de corpo estranho diretamente contra determinados
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componentes do stent. Alids, Shurmman et al demonstra-
ram a possibilidade de existir uma resposta de corpo estra-
nho a stentsrevestidos com dacron em modelo animal®®),

Na nossa experiéncia, os doentes apresentaram manifes-
tacdes clinicas cldssicas de FR, com dor lombar marcada
como principal sintoma, com resolucdo clinica com a corti-
coterapia. Contudo, é importante realcar que em ambos 0s
casos apresentados, os doentes apesar de assintomaticos,
desenvolveram aneurismas inflamatérios da aorta abdo-
minal sugerindo a manutencdo de um processo inflama-
tério/imunolégico local na parede adrtica. Apesar da taxa
de crescimento do AAA ser de aproximadamente 2-3mm/
ano e se correlacionar com o seu diametro, a taxa de cres-
cimento em aortas ndo aneurismaticas ndo esta definida,
mas serd expectdvel que seja bastante inferior.

CONCLUSAO

A nossa experiéncia vem demonstrar a possibilidade da
implantacdo de stents aortoiliacos poder estar associada
ao desenvolvimento de periaortite crénica e fibrose retro-
peritoneal. Aliteratura publicada é escassano que se refere
a esta associacdo. A relevancia desta complicacdo prende-
-se com o facto de que a semelhanca de todas as formas de
periaortite crénica existirumaboarespostaacorticoterapia
e uma associacdo com aneurismas aérticos inflamatérios.
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