© Pediatr Med Rodz 2015, 11 (2), p. 227-230

Received: 19.04.2015
Accepted: 14.05.2015
Published: 30.06.2015

Krzysztof Ciesielski', Wojciech Ciesielski?, Adam Rogowski-Tylman'

Niedroznos¢ brodawki Vatera i zéttaczka mechaniczna spowodowana
przez ognisko ektopowej trzustki
Obstruction of the ampulla of Vater and jaundice caused by focal ectopic pancreas

" 0ddziat Chirurgii OgéInej, Zespdt Opieki Zdrowotnej w towiczu, Polska. Ordynator: dr n. med. Adam Rogowski-Tylman
2Student |1l roku, Wydziat Lekarski, Uniwersytet Medyczny w todzi, Polska
Adres do korespondencji: Lek. med. Krzysztof Ciesielski, ul. Kopernika 29 A, 95-010 Strykéw, Polska, tel.: +-48 607 340 904, e-mail: krzysztofciesielski1l@wp.pl

' Department of General Surgery, Medical Centre in towicz, Poland. Head: Adam Rogowski-Tylman, MD, PhD
“Third year student, Faculty of Medicine, Medical University of Lodz, Poland
Correspondence: Krzysztof Ciesielski, MD, Kopernika 29 A, 95-010 Strykdw, Poland, tel.: +-48 607 340 904, e-mail: krzysztofciesielskil@wp.pl

Streszczenie

Abstract

Trzustka ektopowa definiowana jest jako obecnos¢ normotypowego utkania trzustki poza jej anatomicznym polozeniem bez
jakiegokolwiek nerwowego lub naczyniowego polaczenia z wlasciwym narzadem. Zoladek i dwunastnica to lokalizacje
ektopowej trzustki najczeéciej dajace objawy kliniczne. Dotychczas opisano 22 przypadki takiej lokalizacji, z czego
u 16 pacjentéw zmiana znajdowata sie w brodawce wigkszej dwunastnicy, a u 6 w przewodzie zélciowym wspolnym. Nasilenie
z6ltaczki zalezy od rozmiaru ogniska ektopowego. Leczenie podejmuje si¢ jedynie w przypadku wystepowania objawéw
klinicznych lub stwierdzenia nowotworu w ektopii, a wybér metody leczenia zalezy od wielko$ci i lokalizacji zmiany.
Rokowanie jest pomy$lne, nawet w przypadku wystapienia nastepstw odlegtych. Artykul prezentuje przypadek 54-letniego
mezczyzny, u ktorego ognisko ektopowej trzustki w okolicy brodawki Vatera stalo si¢ przyczyna niedroznosci ujécia przewodu
26Iciowego wspdlnego do dwunastnicy, a w efekcie z6ttaczki mechaniczne;.

Stowa kluczowe: trzustka ektopowa, cholestaza, cholecystektomia, niedrozno$¢ brodawki Vatera

Ectopic pancreas is defined as the presence of normotypic pancreatic tissue lying outside its anatomical location and lacking
nervous or vascular connections with the pancreas. Ectopic pancreas in the stomach and duodenum represent locations that
most often result in clinical symptoms. So far, 22 cases of such locations have been described, including 16 patients with
lesions located in the major duodenal papilla and 6 patients with lesions located in the common bile duct. The severity
of jaundice depends on the size of ectopic lesion. Treatment is initiated only in the case of the occurrence of clinical symptoms
or ectopic tumour, and the choice of therapeutic method depends on the size and location of the lesion. The prognosis
is favourable, even in the case of late sequelae. This article presents a case of a 54-year-old male with focal ectopic pancreas
in the vicinity of the ampulla of Vater resulting in the obstruction of the opening of the common bile duct into the duodenum
and, consequently, mechanical jaundice.
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WSTEP

motypowego utkania trzustki poza jej anatomicznym

polozeniem bez jakiegokolwiek nerwowego lub na-
czyniowego polaczenia z wlasciwym narzagdem”. Ta zmiana
rozwojowa rzadko daje symptomy choroby, dlatego zwykle
wykrywana jest przypadkowo, podczas rutynowych badan,
w zwigzku z czym czestos¢ jej wystepowania szacowana jest
na poziomie 1-10%®%. Zotadek i dwunastnica to lokalizacje
ektopowej trzustki najczeéciej dajace objawy kliniczne, kto-
re zwigzane sg z niedroznoscig, krwawieniem lub perforacja

E ktopowa trzustka definiowana jest jako obecno$¢ nor-

przewodu pokarmowego, dyspepsja, zmianami nowotworo-
wymi, torbielami, a takze ostrym lub przewlektym zapale-
niem trzustki®*. W niniejszym opracowaniu prezentujemy
przypadek 54-letniego mezczyzny, u ktdrego ognisko ekto-
powej trzustki (ET) w okolicy brodawki Vatera stalo si¢ przy-
czyng niedroznoéci ujécia przewodu zélciowego wspdlnego
(PZW) do dwunastnicy, a w efekcie z6ttaczki mechanicznej.

OPIS PRZYPADKU

Pie¢dziesigcioczteroletni pacjent zostal przyjety na Oddziat
Chirurgiczny Zespotu Opieki Zdrowotnej w Lowiczu z roz-
poznaniem zottaczki mechanicznej, ktdre zostalo ustalone
po wykluczeniu zdttaczki zakaznej na podstawie badan am-
bulatoryjnych i obserwacji na Oddziale Choréb Zakaznych.
Chory skarzyl sie na utrzymujace si¢ od 3-4 dni dolegliwo-
$ci bolowe w nadbrzuszu oraz narastajace zazotcenie skory.
Badanie krwi, wykonane ambulatoryjnie przed przyjeciem
na Oddziat Chordb Zakaznych, wykazalo podwyzszone ste-
zenie bilirubiny calkowitej - 7,23 mg%, AspAT - 603 U/]
oraz ALAT - 611 U/ W badaniu ultrasonograficznym jamy
brzusznej stwierdzono nieznaczne powiekszenie watroby
z nieco niejednorodng strukturg migzszu i wzmozonymi
odbiciami drog zélciowych wewnatrzwatrobowych. Drogi
z6lciowe pozawatrobowe nie byly poszerzone, PZW mia-
fo $rednice 5 mm. Pecherzyk zo6tciowy okreslono jako maly
o pogrubialej $cianie, bez ztogoéw. Chorego zakwalifikowa-
no do zabiegu cholecystektomii. Po wycigciu pecherzyka
w sposéb klasyczny wypreparowano PZW o $rednicy oko-
fo 1 cm. Po jego otwarciu stwierdzono twarde, grube, nacie-
czone $ciany z zalegajaca gesta zo6tcig. Wprowadzono dren
nr 8 i z trudno$cig uzyskano przejécie do dwunastnicy. Wy-
konano plukanie drog zélciowych - ztogéw nie stwierdzo-
no. Po uzyskaniu przejcia do dwunastnicy drenem nr 14
zalozono dren Kehra i wykonano cholangiografie §rédope-
racyjng, jednak podany kontrast nie sptynat do dwunastnicy.
Manewrem Kochera odstonieto dwunastnice i podjeto pro-
be wykonania sfinkterotomii, czego jednak nie udato si¢ do-
kona¢ z powodu duzego, twardego nacieku okolicy brodaw-
ki Vatera. Pobrano material do badania histopatologicznego.
Zamknieto dwunastnice i wykonano zespolenie dwunastni-
czo-przewodowe. Z wyjatkiem goraczki 38,2°C w czwar-
tej dobie po operacji przebieg pooperacyjny byt niepowi-

228 ktany. Pacjent po ustapieniu dolegliwoéci, w stanie ogélnym

INTRODUCTION

motypic pancreatic tissue lying outside its ana-

tomical location and lacking nervous or vascular
connections with the pancreas”. Since this developmen-
tal lesion rarely causes symptoms, it is often diagnosed by
chance, during a routine check-up. Therefore, its incidence
is estimated at 1-10%®. Ectopic pancreas in the stom-
ach and duodenum represent locations that most often re-
sult in clinical symptoms related to obstruction, bleeding
or gastrointestinal perforation, dyspepsia, tumours, cysts
as well as acute or chronic pancreatitis¥. This article pres-
ents a case of a 54-year-old male with focal ectopic pancreas
(EP) in the vicinity of the ampulla of Vater resulting in the
obstruction of the opening of the common bile duct (CBD)
into the duodenum and, consequently, mechanical jaundice.

E ctopic pancreas is defined as the presence of nor-

CASE REPORT

A 54-year-old male patient was admitted to the Depart-
ment of General Surgery of the Medical Centre in Lowicz
with the diagnosis of mechanical jaundice, which was deter-
mined following the exclusion of infectious jaundice, based
on outpatient diagnostic tests as well as observation in the
Department of Infectious Diseases.

The patient complained of epigastric pain persisting for
3-4 days and progressive yellowing of the skin. Outpatient
blood tests performed prior to the admission to the De-
partment of Infectious Diseases showed increased levels
of total bilirubin - 7.23 mg%, AspAT - 603 U/L and ALAT
- 611 U/L. Abdominal ultrasound revealed minor enlarge-
ment of the liver with slightly inhomogeneous parenchy-
mal structure and enhanced reflections of the intrahepat-
ic bile ducts. Extrahepatic bile ducts were not dilated, the
CBD had a diameter of 5 mm. Gallbladder was described
as small with thickened walls, without deposits. The patient
was qualified for cholecystectomy. The CBD with a diame-
ter of about 1 cm was dissected free after conventional exci-
sion of the gallbladder. Its opening revealed thick, infiltrat-
ed walls with dense bile deposits. Drain 8 was introduced,
and passage into the duodenum was achieved with difficul-
ty. Bile duct irrigation was performed - no deposits were
found. Once passage into the duodenum was achieved using
drain 14, intraoperative cholangiography was performed
using Kehr’s drain, however, the administered contrast me-
dium did not reach the duodenum. Kocher manoeuvre was
performed to expose the duodenum and an attempt was
made to perform sphincterotomy, which was however un-
successful due to large, hard infiltration in the vicinity of the
ampulla of Vater. Samples were collected for histopathologi-
cal examination. The duodenum was closed and duodenal-
oesophageal anastomosis was performed. Apart from raised
temperature (38.2°C) on the fourth day after the surgery,
the postoperative period proceeded without complications.
Once the symptoms subsided, the patient was discharged
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dobrym, z bilirubing catkowita o stezeniu 3,98 mg%, zostat
wypisany do domu w 6smej dobie po operacji. Miesiac poz-
niej chory zostat przyjety ponownie z powodu napadowych
béléw w nadbrzuszu, z goragczka 38°C. W tomografii kom-
puterowej odnotowano obecno$¢ powietrza w nieposzerzo-
nych drogach z6lciowych oraz powiekszona glowe trzustki.
Stwierdzono stan zapalny w lozy pooperacyjne;j. Po leczeniu
zachowawczym dolegliwo$ci ustapily, a pacjent zostal wypi-
sany do domu po 7-dniowej hospitalizacji.

W badaniu histopatologicznym nadestanych preparatow
stwierdzono polipowato rozrosniety fragment blony $lu-
zowej bez cech atypii w wycinku z okolicy brodawki Va-
tera oraz ognisko utkania ET bez oznak atypii w wycinku
z drég zolciowych.

Po ostatniej hospitalizacji pacjent, bez zadnych dolegliwo-
$ci, zglaszal si¢ systematycznie na kontrole do poradni chi-
rurgicznej.

OMOWIENIE

Etiologia ektopowej trzustki nadal pozostaje niewyjasnio-
na. Najbardziej prawdopodobna teoria wigze te nieprawidlo-
wo$¢ z zaburzeniami embriogenezy na poziomie roznicowa-
nia pluripotencjalnych komérek macierzystych®. Jest to wiec
zmiana wrodzona, zlokalizowana najczeéciej w obrebie prze-
wodu pokarmowego lub struktur okolicznych, stwierdzana
w 0,5-13,7% badan autopsyjnych, najczeéciej u pacjentéw
w wieku 30-50 lat®, z trzykrotng przewaga plci meskiej?.
Klasyfikacja ET wedtug Heinricha obejmuje trzy typy: I - ty-
powe komorki trzustkowe z pecherzykami, przewodami wy-
prowadzajacymi i wyspami Langerhansa, II - z przewazajaca
liczbg pecherzykow i nielicznymi przewodami, IIT - z wielo-
ma przewodami oraz niewielka liczbg pecherzykow i wysp
Langerhansa®. Pomimo ze wystepowanie ET jest relatywnie
czeste, to zar6wno jej diagnostyka, objawy, jak i leczenie moga
by¢ zréznicowane i uzaleznione sg od jej lokalizacji. Jako cha-
rakterystyczna podsluzéwkowa zmiana z typowym, pepko-
watym zaglebieniem na $rodku wystepuje najczesciej w zo-
tadku (25-38%), dwunastnicy (17-36%) i jelicie cienkim
(15-21,7%), lecz moze si¢ réwniez pojawi¢ w mniej charak-
terystycznych miejscach, takich jak przelyk, $rodpiersie, ptu-
co, watroba, pecherzyk zo6tciowy, przewdd zdtciowy wspdlny,
$ledziona, jajowdd, jelito grube, krezka, sie¢, pepek, jezyk, we-
zty chtonne, uchytek Meckela lub brodawka Vatera®®. Zmiany
zlokalizowane np. w czesci przedodzwiernikowej zotadka lub
w brodawce dwunastniczej wiekszej mogg zatem dawac obja-
wy niedroznosci zwigzane z tzw. efektem masy — szczegdlnie
jesli ich rozmiar przekracza 1,5 cm, gdyz zwykle takie zmiany
predysponuja do objawowego przebiegu choroby'®. Najczest-
szy objaw — bol - zwigzany jest z chemicznym draznieniem
okolicznych tkanek w wyniku czynnosci egzo- oraz endo-
krynnej ET, co skutkuje ich stanem zapalnym®. Odnotowa-
no réwniez przypadki owrzodzen, perforacji oraz krwawien
do przewodu pokarmowego®®. Mozliwe jest takze zezto$liwie-
nie takiej zmiany®. Wyzej wymienione objawy sa wskazaniem
do leczenia operacyjnego®. Asymptomatyczng ET ujawnia
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home in overall, good condition and with total bilirubin lev-
els of 3.98 mg% on the eighth postoperative day. One month
later the patient was readmitted due to paroxysmal epigas-
tric pain and fever (38°C). Computed tomography revealed
the presence of air in the undilated biliary ducts as well
as an enlarged pancreatic head. Inflammation in the post-
operative site was diagnosed. The symptoms subsided af-
ter conservative treatment, and the patient was discharged
home after 7 days of hospitalisation.

Histopathological examination of the submitted specimens
revealed polyp-like hypertrophy of the fragment of mucosa
without signs of atypia in the specimen taken from the vi-
cinity of the ampulla of Vater as well as focal ectopic pan-
creatic tissue with no signs of atypia in the specimen taken
from biliary ducts.

After the last hospitalisation, the patient regularly present-
ed for check-ups in the surgical clinic and did not report
any complaints.

DISCUSSION

The aetiology of ectopic pancreas remains unclear. Accord-
ing to the most probable theory, this abnormality is associ-
ated with impaired embryogenesis at the level of differenti-
ation of pluripotent stem cells®. It is, therefore, a congenital
defect, mostly located within the gastrointestinal tract or the
surrounding structures, which is diagnosed in 0.5-13.7%
of postmortem examinations, usually in patients aged be-
tween 30 and 50 years, three times more commonly
in males”. Ectopic pancreas has been classified into three
types by von Heinrich: I - typical pancreatic cells with aci-
ni, secretion ducts and islets of Langerhans; IT — with pre-
dominance of acini and few ducts; III - with multiple ducts,
few acini and islets of Langerhans®. Although EP is rela-
tively common, the diagnostics, symptoms and treatment
of this condition may vary depending on its location. Char-
acteristic submucosal lesions with typical, navel-shaped
central groove usually develop in the stomach (25-38%),
duodenum (17-36%) and small intestine (15-21.7%), how-
ever, they may also occur at less typical sites, such the oe-
sophagus, mediastinum, lungs, liver, gallbladder, common
bile duct, spleen, uterine tube, large intestine, mesentery,
omentum, navel, tongue, lymph nodes, Meckel’s diverticu-
lum or papilla of Vater®. Lesions located e.g. in the pre-
pyloric stomach or in the major duodenal papilla may
therefore cause obstructive symptoms, associated with
the so called “mass effect,” especially if the lesion size ex-
ceeds 1.5 cm, as such lesions usually predispose to symp-
tomatic course of disease. The most common symptom,
i.e. pain, is associated with chemical irritation of the sur-
rounding tissues due to the exocrine and endocrine activi-
ty of EP, which leads to inflammation®®. Ulcers, perforations
and bleeding into the gastrointestinal tract have also been
observed®. Furthermore, such a lesion may also turn malig-
nant®. The above listed symptoms are an indication for sur-
gical treatment®. Asymptomatic EP is frequently revealed
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sie czesto podczas rutynowej endoskopii lub badania radio-
logicznego z kontrastem, a potwierdzeniem jej rozpoznania
jest badanie histopatologiczne, ktére moze jednak nie ujawnic¢
utkania trzustkowego, jesli biopsja zostata pobrana zbyt po-
wierzchniowo, poniewaz nablonek pokrywajacy dana zmia-
ne jest czesto normotypowy dla danej lokalizacji®. Oznacza
to, ze istotne znaczenie w endoskopowym rozpoznaniu ET ma
do$wiadczenie osoby wykonujgcej badanie®.

Dotychczas opisano 22 przypadki endoskopowej trzustki be-
dacej przyczyna cholestazy. Wielko$¢ zmian wahata sie mie-
dzy 2 a 40 mm, natomiast nasilenie zo6ttaczki zalezato od roz-
miaru zmiany®. U 6 pacjentéw zmiana zlokalizowana byta
w PZW, a u 16 w brodawce wickszej dwunastnicy. W tej gru-
pie pacjentéw trudno podja¢ decyzje terapeutyczne (wycigcie
miejscowe, endoskopowe czy pankreatoduodenektomia), po-
niewaz uzyskanie materialu histopatologicznego, w ktorym
nie stwierdzono zmiany ztosliwej, nie wyklucza jej obecnosci,
a decydujace znaczenie dla dalszych loséw pacjenta ma bada-
nie histopatologiczne calej usunietej zmiany“?.

W opisanym przypadku leczenie operacyjne okazalo sie sku-
teczne, a badanie histopatologiczne potwierdzilo obecnoé¢
ogniska ektopowej trzustki w wycinku z drég zétciowych.
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