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Fistula biliopleural postraumatica: serie de casos de una complicacion muy poco

frecuente

Post-traumatic pleurobiliary fistula: a case series of a rare complication
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RESUMEN

Antecedentes: la fistula biliopleural (FBP) es una complicacién poco comun del traumatismo toracico-
abdominal que se confirma demostrando la presencia de bilis en el liquido pleural.

Objetivo: analizar el manejo y tratamiento realizado de las fistulas biliopleurales producto del
traumatismo tordcico-abdominal abierto y los resultados, comparar con la literatura y proponer
algoritmo de tratamiento.

Material y métodos: trabajo retrospectivo y descriptivo mediante la revisidon de 5688 historias clinicas
de pacientes, de los cuales 614 tenian compromiso de la regidn toracica abdominal, en el Hospital
José Maria Cullen, Santa Fe, Argentina, Centro de Trauma Nivel 1, en el periodo comprendido entre
enero de 2010 y enero de 2016. Se analizaron los datos demograficos, cinematica del traumatismo,
diagndstico, tratamiento y evolucidn.

Resultados: se encontraron 7 casos de FBP. Todos fueron varones jévenes con traumatismo abierto.
Se realizé drenaje pleural como tratamiento inicial en 4 casos; en 2, drenaje pleural y laparotomia
exploradora y en 1 toracotomia de urgencia. Dos casos resolvieron solo con el drenaje pleural. En
5 casos se efectud drenaje de la via biliar mediante colangiopancreatografia retrégrada endoscépica
con esfinterotomia. En 2 de ellos, ademas, se colocd un stent biliar. Dos de los 5 necesitaron drenaje
percutaneo. Por ultimo, 2 casos requirieron toracotomia y 1 de estos, pleurostomia abierta. Todos
resolvieron la afeccién con morbilidad aceptable, sin mortalidad.

Conclusidn: en la practica quirurgica actual, la amplia disponibilidad de endoscopia intervencionista
ha mejorado el enfoque invasivo minimo para el manejo de las fistulas biliopleurales. Se reserva el
manejo quirurgico para aquellas que no responden al tratamiento invasivo minimo o para las fistulas
complicadas, o para ambas.

B Palabras clave: fistula, fistula biliar, trauma, drenaje, pleura.

ABSTRACT

Background: Pleurobiliary fistula is a rare complication of thoraco-abdominal trauma that is confirmed
by the presence of bilirubin in pleural fluid.

Objective: The aim of this study is to analyze the management and treatment performed to patients
with pleurobiliary fistula due to penetrating thoracoabdominal injury and their results, compare them
with the published literature, and propose a treatment algorithm.

Material and methods: For this descriptive and retrospective study, we reviewed 5688 medical
records of patients admitted to Hospital José Maria Cullen, Santa Fe, Argentina, Centro de Trauma
Nivel 1 between January 2010 and January 2016; 614 had involvement of the thoracic and abdominal
region. The demographic data, kinematics of trauma, diagnosis, treatment and patient progress were
analyzed.

Results: Seven cases of pleurobiliary fistula were found. All the patients were men with penetrating
trauma. Pleural drainage was the initial treatment in 4 cases, 2 patients underwent pleural drainage
and exploratory laparotomy and 1 patient underwent urgent thoracotomy. Two cases resolved
with pleural drainage alone. Five patients require biliary drainage through endoscopic retrograde
cholangiopancreatography with sphincterotomy. Two of these patients also required biliary stenting
and 2 also underwent percutaneous drainage. Finally, 2 patients required thoracotomy, 1 of them with
open pleurostomy. The fistulae resolved in all the cases with acceptable morbidity. None of them died.
Conclusion: In current surgical practice, the wide availability of interventional endoscopy has improved
the minimally invasive approach for the management of PBF. Surgical management should be limited
to fistulae not responding lo less invasive treatments or to complicated fistulae.

B Keywords: fistula, biliary fistula, trauma, drainage, pleura.
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Introduccion

La fistula biliopleural (FBP) es una enfermedad
poco comun, descripta como una complicacion que se
origina por diversas causas que podemos agrupar de la
siguiente manera: fistulas congénitas, secundarias a en-
fermedad hepatica hidatidica o absceso hepatico, obs-
truccién del tracto biliar, postraumaticas, iatrogénicas
(reseccidn hepatica, ablacion por radiofrecuencia, este-
nosis biliar, irradiacién, drenaje biliar, etc.)*?. Fue des-
cripta por primera vez por Graham en 18973, Represen-
ta un muy bajo porcentaje (0-2%) de las complicaciones
del trauma penetrante con lesidon hepdatica asociada®.
Los informes sobre esta condicién han sido en gran par-
te con forma de “reporte” de casos. Por lo tanto, no
es sorprendente que falten pautas claras para el trata-
miento 6ptimo de las FBP. Rothberg y col.! comunica-
ron en 1994 que, hasta ese momento, se encontraban
descriptos solo 34 casos. Andrade-Alegre y Ruiz-Valdés?
agregaron 33 casos mas, contando los de su serie de
casos. El signo cardinal consiste en el derrame pleural
postraumatico que contiene liquido biliar. EI dosaje de
bilirrubina en el liquido permite la confirmacidn objeti-
va de la FBP2.  La tomografia computarizadada (TC) y
la ecografia son los métodos de eleccidn para descartar
complicaciones asociadas, como abscesos y colecciones
pleurales, biliares intrahepaticos o subfrénicos, y sirven
de guia para realizar el drenaje por via percutanea si
fuere necesario***. Ambos métodos no son de utilidad
para delimitar la localizacidon anatémica exacta de la fis-
tula, que es necesaria para determinar la conducta te-
rapéutica por seguir. El método de eleccidn para valorar
el arbol biliar es la colangiopancratografia retrégrada
endoscopica (CPRE)*. El tratamiento de la FBP tradicio-
nalmente implica una conducta quirdrgica agresiva, con
laparotomia exploradora, derivacién o drenaje de la via
biliar, lavado de cavidad abdominal y toracotomia con
reparacién del diafragma. Sin embargo, con el adveni-
miento de la endoscopia, la radiologia intervencionista
y las técnicas mininvasivas, el tratamiento ha variado y
se ha convertido en un reto para el cirujano de trauma
68, Se presenta aqui una serie de casos, con el objetivo
de analizar el tratamiento realizado de las FBP producto
del traumatismo tordcico-abdominal abierto y los resul-
tados, comparar con la literatura y proponer un algorit-
mo de tratamiento.

Material y métodos

Se disefid un trabajo descriptivo y retrospec-
tivo mediante la revision de las historias clinicas de
pacientes ingresados con traumatismo penetrante por
herida de arma blanca (HAB) y herida de arma de fuego
(HAF), al Hospital José Maria Cullen, Santa Fe, Argenti-
na, Centro de Trauma Nivel 1, en el periodo compren-
dido entre enero de 2010 y enero de 2016. Se anali-
zaron los datos demograficos, cinematica del trauma,

diagndstico, tratamiento y evolucion. Todas las lesiones
hepaticas fueron clasificadas de acuerdo con los grados
de lesion definidos por la Asociaciéon Americana de Ci-
rugia del Trauma, mediante tomografia computrizaada
o por laparotomia. Todos los pacientes fueron evalua-
dos y reanimados en el “shock room” siguiendo las
pautas de soporte vital avanzado para trauma (ATLS).
La decisidn de la conducta inicial fue tomada por el ci-
rujano de trauma de guardia, en conjunto con los re-
sidentes de Cirugia General. Las conductas posteriores
fueron evaluadas por todo el Servicio de Cirugia Gene-
ral. Rutinariamente se realiza TC sistematica de cuerpo
entero o toracoabdominal a los paciente traumatizados
estables hemodindmicamente. Al no contar con médico
especialista en imagenes de guardia activa, las lesiones
fueron clasificadas por el cirujano de trauma de guar-
dia. El diagndstico de FBP se realizé con la observacion
de liquido bilioso por el drenaje pleural y se confirmé
con el dosaje de bilirrubina. Los tratamientos propues-
tos fueron: drenaje pleural (DP), DP y drenaje de la via
biliar (endoscopico o percutaneo), y toracotomia y/o
laparotomia. Se evaluaron también la estadia hospita-
laria, la morbilidad y mortalidad.

Resultados

Se revisaron 5688 historias clinicas, de las cua-
les 614 tenian compromiso de la region toracica ab-
dominal. Fueron encontrados 7 casos de FBP, lo que
corresponde a una incidencia de 1,1%. Todos se diag-
nosticaron con dosaje de bilirrubina en liquido pleural.
El sexo, la causa y mecanismo de lesidn se resumen en
la tabla 1; la media de edad fue 26 afios (rango 18-32).
En 4 casos, el tratamiento inicial posterior al trauma fue
la colocacién de tubo de DP. En 2 casos se realizé DP
+ laparotomia, por sospecha de lesiones asociadas, y
en 1 caso fue necesaria una toracotomia de urgencia
con sutura diafragmatica y posterior DP. En la tota-
lidad de los pacientes se constatd bilirragia por el DP
entre el 2° y 6° (media 4,2) dia de la intervencién. La
CPRE se efectud en 5 casos entre el 3° y 5° dia poste-
riores al diagndstico y se llevd a cabo en los pacientes
en los cuales el débito bilioso por el DP se prolongd por
mas de 72 horas (Fig. 1). A todos estos se les practico,
durante el procedimiento, esfinterotomia amplia, y en
2 de ellos se dejo ofrecida una prétesis biliar plastica.
Un paciente presentd elevacion de amilasa sérica pos-
terior al procedimiento, pero se mantuvo asintomatico
y evoluciond favorablemente, con normalizacion de la
amilasa al 4° dia posprocedimiento. Las protesis fueron
removidas luego 8 semanas de resuelta la fistula, sin
complicaciones. En otros 2 casos de los 5 sometidos a
CPRE fue necesario realizar drenaje percutaneo guiado
por ecografia durante la internacién, por colecciones
intraabdominales subfrénicas derechas.

De la totalidad de los pacientes de la serie, 2
requirieron toracotomia por persistencia de la bilirra-
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gia y sepsis, a pesar de los tratamientos instaurados, en
los cuales se realizd decorticacidon, lavado de cavidad
pleural y sutura de la brecha diafragmatica. De estos, 1
requirié luego una pleurostomia abierta, por empiema
cronico asociado a sepsis.

No se observé mortalidad en la serie y el tiem-
po promedio de resolucion fue de 7 a 45 dias, pero 2
casos requirieron tratamiento antibidtico prolongado.
Los datos se resumen en las tablas 2 y 3.

Discusion

La FBP se ha mostrado en nuestro Servicio
como una complicacion de los traumatismos toracico-
abdominales abiertos. Son considerablemente poco
frecuentes después del traumatismo en general y re-
sultan de la combinacion de un conducto intrahepatico
lesionado, una lesidn diafragmatica no vista o tratada
inapropiadamente y la fuga de bilis en el espacio pleu-
ral o en el sistema bronquial, potenciada por el gradien-
te de presidon entre el abdomen vy la cavidad pleural®.
Anderson encontré solo 3 casos de fistula toracobiliar
en una revision de 1767 casos de heridas toracico-ab-
dominales de la Primera Guerra Mundial y el conflicto
coreano. Carroll y col. informaron solo 5 casos de 254
pacientes con lesion hepatica traumatica en Vietnam, y
Trunkey y col. describieron solo 1 caso de 811 pacien-
tes consecutivos tratados en un centro de trauma ma-
yort*7_En la literatura hemos encontrado descriptos 71
casos de FBP postraumaticas. Nuestra incidencia fue de
7 casos en 614 pacientes con HAF y HAB, que equivale
a un 1,1%. Ivatury y col. sefialaron una incidencia de
0-2%"° (Tabla 4). Las complicaciones relacionadas con el
traumatismo hepatico, como las fistulas biliares, hema-
tomas hepaticos, bilio y hemoperitoneo, ocurren entre
el 3y el 5% y se consideran un factor predisponente
para el desarrollo de las FBP3, Sumada a esto, en oca-
siones, puede pasar inadvertida en el traumatismo una
lesion diafragmatica®*%13, La FBP postraumadtica se ge-
nera mas frecuentemente en el sexo masculino, en pa-

Imagenes de colangiopancreatografia en-
doscdpica retrégrada donde se observan
fugas biliares.

m TABLA 1

Datos demograficos de los casos

A 18 Varén HAF 1l
B 25 Vardn HAF I
C 27 Varén HAB Il
D 31 Varén HAB Il
E 19 Varén HAF 1l
F 30 Varén HAF v
G 32 Varén HAF I

*Clasificacion de la Asociacion Norteamericana de Cirugia del Trauma.
HAF, herida por arma de fuego; HAB, herida por arma blanca.

m TABLA 2

Tratamiento recibido por los pacientes

A +

B +

C + +

D + +

E + + +

F + + + +
G + + +

DP, Drenaje pleural

m TABLA 3

Morbimortalidad asociada a FBP

a i =2
Empiema + Peel (n =2) 'I-'Igr?cc:st'g)nr:\la((m =1)) 0
Coleccion . ,
intraabdominal (n =2) Drenaje percutaneo 0
Sepsis (n=2)
Antibioticoterapia IV 0
SAMR prolongada
Acinetobacter sp.

SAMR, Staphylococcus aureus resistente a la meticilina; IV, intravenosa.



Sastre | 'y cols. Fistula biliopleural postraumdtica. Rev Argent Cir 2021;113(3):314-325

317 A

cientes jovenes y en el traumatismo penetrante, lo que
coincide con nuestra serie de casos® >, El espectro de
FBP postraumadticas varia desde pequefios derrames
pleurales tefiidos de bilis que se resuelven después del
DP, como describe Avraham® y ocurre en 2 pacientes
de nuestra serie, hasta grandes fistulas sintomaticas,
infectadas y persistentes, que implican un tratamiento
mas complejo. El ascenso de la bilis a la cavidad pleural
puede darse en distinto tiempo segun el grado de las le-
siones y se observa mas frecuentemente asociado a le-
siones GlII, segln nuestra serie. Se manifiestan normal-
mente dentro de la semana de ocurrida la lesién, con lo
cual concordamos, pero diversos autores han descripto
aparicién mas tardia, con un rango entre 2 y 73 dias™.
El diagndstico se realiza con la observacién macroscépi-

m TABLA 4

Casuistica internacional

Autor Afo Casos  Mecanismo del traumatismo
Graham 1897 1 Cerrado
Tyrman 1909 1 Penetrante
Elliot 1916 1 Penetrante
Loe 1930 1 Penetrante
Guy 1947 2 Penetrante
Sparkman 1954 2 Penetrante
Anderson 1961 2 Penetrante/Cerrado
Merendino 1963 1 Penetrante
Ferguson 1967 4 Cerrado
Mc Clelland 1965 2 S/D
Williams 1971 1 Cerrado
Carroll 1973 5 Penetrante
Trunkey 1974 1 Penetrante
Oparah 1978 4 Penetrante
Oluwole 1980 1 Penetrante
Franklin 1980 1 Penetrante
Cropper 1980 1 Penetrante
Ivatury 1983 3 Penetrante
Coselli 1983 1 Penetrante
Rothberg 1994 1 Penetrante
Sheik-Gafoor 1998 1 Penetrante
Navsaria 2002 1 Penetrante
Singh 2002 3 Penetrante
Bustos * 2008 1 Penetrante
Burmeister 2009 22 Penetrante
Ball 2009 1 S/D
Andrade-Ruiz 2013 5 Penetrante
Krithiga® 2015 1 Cerrado

1920\/ganse referencias bibliograficas, 5/D, sin dato disponible.

ca de bilis a través del DP. La confirmacién mediante el
dosaje de bilirrubina en el liquido del derrame, si bien
lo hemos realizado a todos los pacientes de la serie, y es
un dato objetivo, creemos no es estrictamente necesa-
ria, como lo muestra la mayoria de los informes.
Existen dos tipos de tratamiento para la FBP
que, en general,las publicaciones los llaman “quirur-
gico” y “conservador”, pero nos parece mas preciso
denominarlos: quirlrgico agresivo y quirdrgico menos
invasivo o invasivo minimo. La mayoria de las publi-
caciones iniciales con respecto a las FBP adherian a
realizar un tratamiento quirdrgico agresivo desde el
comienzo. De hecho, en 1967, Ferguson y Burford!? pu-
blicaron los pasos necesarios para un tratamiento exi-
toso de la FBP: tratamiento agresivo con toracotomia
temprana, sutura diafragmatica con hilo no absorbible,
decorticacién, de ser necesario lobectomia en caso
de fistula bilio-bronquial y descompresién profilactica
del arbol biliar. Pero en la Ultima década del siglo XX,
comenzaron a aparecer informes que apoyan y avalan
el tratamiento menos invasivo. Entonces empiezan a
tomar gran valor el drenaje y la descompresion de la
via biliar a través de procedimientos percutaneos y en-
doscépicos, como primera linea de tratamiento en los
pacientes con diagndstico de FBP. Tres conceptos son
importantes en el manejo de las FBP: localizacion de
la fuga, drenaje adecuado, tanto pleural como de las
colecciones subfrénicas, y descompresion del arbol bi-
liar”®. El mejor estudio por imagen para definir el trau-
matismo de los conductos biliares es la colangiografia y
se puede realizar de manera intraoperatoria, endosco-
pica (CPRE) o por abordaje percutaneo transhepatico®.
Han demostrado también utilidad la conlangiorreso-
nancia y la centellografia hepatobiliar para identificar
fugas biliares con alta sensibilidad, tal como describen
en su articulo Singh y col.?. La ecografia y la TC son mé-
todos que se utilizan de forma complementaria para la
visualizacién de la cavidad pleural, el seguimiento de la
lesidn hepatica y de posibles colecciones intraabdomi-
nales, y para guiar aquellas que requieran ser drenadas.
Es obligado evacuar todo tipo de colecciones pleurales
en la FBP. El indice de falla utilizando solo el DP es del
38%" . Se debe acompafiar del drenaje de colecciones
subfrénicas si existen, y en conjunto pueden ser sufi-
cientes para la curacion de una FBP. La descompresion
de la via biliar cumple también un papel importante
como parte del tratamiento y existen tres formas de
realizarla: por cirugia convencional, por via percutdnea
y por via endoscopica. Las ultimas dos son parte del tra-
tamiento menos invasivo pero la via endoscépica es la
mejor opcidn ya que permite delimitar la localizacion
de la fuga y la anatomia biliar, permite evaluar hasta
conductos de tercer orden y posibilita intervenciones
terapéuticas, tales como la esfinterotomia y la colo-
cacién de un stent biliar o una sonda nasobiliar. Esta
ultima, si bien no se usa comunmente en la practica
endoscopica, se ha descripto para evitar una segunda
endoscopia y permitir facilmente la colangiografia de
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seguimiento®®. No existe un momento definido para
efectuar la CPRE. Singh y col. 3 la hicieron a las 72-96
horas. Burmeister y col.’3, en su serie de 22 pacientes
(11 tratados sin cirugia y 11 con exploracion quirurgica
urgente), informaron que la CPRE se realizd a una me-
dia de 13,2 dias después de la lesién hepatica. Nuestro
tiempo fue de entre 3 y 5 dias posterior al diagnéstico.
La esfinterotomia se justifica como procedimiento tera-
péutico, entendiendo la fisiologia del esfinter de Oddi.
Geenen y col.’ observaron que la presion normal del
conducto biliar comin es de 10 + 2 mm Hg y la presidn
basal del esfinter de Oddi es promedio 18 + 3 mm Hgy
notaron que el gradiente comun del conducto biliar al
duodeno antes de la esfinterotomia era de 10 £+ 1 mm
Hg, y, dado este gradiente de presidn, en un sistema
ductal intacto, la bilis fluye a lo largo de la fistula abierta
siguiendo el camino de menor resistencia. Después de
la esfinterotomia, la presion media del esfinter basal de
Oddi disminuye a 1 + 1 mm Hg, lo que favorece el flujo
de bilis hacia el duodeno en lugar de hacia el tracto de
la fistula #*¢. Nosotros hemos realizado esfinterotomia
a todos los pacientes sometidos a CPRE, con buen re-
sultado. Pueden ocurrir algunas complicaciones, como
pancreatitis, colangitis, sangrado, perforacion duo-
denal y bloqueo o migracion del stent, pero con poca
frecuencia; de hecho solo se registrd un ascenso del ni-
vel sérico de amilasa en un paciente, pero permanecié
asintomatico. La colocacién de stent biliar temporal ha
demostrado que disminuye significativamente la mor-
bilidad y la mortalidad en comparacién con la inter-
vencion quirdrgica'. Los stents se retiran después de
la curacidn de la fistula, generalmente dentro de las 6
semanas, lo que corresponde al periodo de permeabi-
lidad de los stents de pequefio calibre®. En este trabajo,
los pacientes que recibieron stent resolvieron la fistu-
la con manejo conservador, pero la extraccion de los
stents se extendié a 8 semanas. Varios informes recien-
tes de algunas series indican éxito en el tratamiento de
la FBP en un 97%, combinando la CPRE y la colocacion
de stent, pero subrayamos la poca casuistica de dichas
series’®. Como ejemplo, Krige y col.** comunicaron la
resolucion de 20 casos de FBP postraumaticas tratadas
con CPRE y esfinterotomia con colocacién de stent en
18 enfermos y solo con esfinterotomia en 2 pacientes.
Otro tratamiento invasivo minimo descripto por Gimé-
nez y col.®® y también por Burmesteir y col.’®, para el
tratamiento de una fistula biliobronquial el primero y
para una FBP el segundo, es la embolizacion por via
percutanea del canaliculo biliar periférico que origina
la fistula, guiado por radioscopia. Esta técnica podria
ser segura y factible, pero requiere habilidades avanza-
das de intervencion y deberia considerarse solo cuando
los métodos antes nombrados hayan fracasado y esté
disponible la experiencia endoscopica o radioldgica
adecuada.

El tratamiento quirldrgico agresivo se reserva
para los casos complejos, donde la FBP se complica con

empiema pleural crénico, débito fistuloso persistente
y/o sepsis. Algunos, de todas formas, prefieren el abor-
daje quirurgico temprano por toracotomia, describien-
do una tasa de éxito del 97%%*. La toracotomia es el
abordaje mayormente utilizado, ya que facilita la com-
binacién de decorticacion pleuropulmonar, drenaje ex-
traperitoneal del higado, reseccion de la fistula y cierre
del diafragma?*°. Hemos utilizado este abordaje en 1
caso como tratamiento inicial y en 2 casos para tratar
complicaciones posteriores al diagnéstico. La laparoto-
mia se deja para los casos en donde se evidencian le-
siones mayores del arbol biliar extrahepatico, asi como
también para los pacientes que presentan inestabilidad
hemodindmica durante el tratamiento no operatorio
del traumatismo hepdtico. Un aspecto quirdrgico des-
cripto para tener en cuenta es el cierre de la fistula con
gran cantidad de epiplon?t.

En cuanto a la morbimortalidad varia depen-
diendo de la causa y las lesiones asociadas. La sospe-
cha clinica, los estudios por imagenes y la deteccién
temprana de la bilirragia son claves para el prondstico
de los pacientes. En nuestra serie de casos presentada
no se registré ningun o6bito, llegdndose a la curacion
en el 100%. Si comparamos con las series revisadas, en
general, se obtiene la curacién de la FBP ya sea con el
tratamiento menos invasivo o el quirdrgico agresivo, o
con ambos.

Los autores proponemos un algoritmo de ma-
nejo (Fig. 2) en el cual sugerimos realizar ecografia o TC
de torax y abdomen segun disponibilidad y acceso, lue-
go de diagnosticada la FBP. En el caso de visualizar una
coleccidn subfrénica, indicamos su drenaje percutaneo
para disminuir la presidn y la corrosién generadas por
la bilis sobre el diafragma. Controlar el débito de los
drenajes durante 72 horas y, en caso de ser persisten-
tes, es oportuno llevar a cabo la descompresion de la
via biliar con CPRE y esfinterotomia y/o colocacién de
stent. Y posteriormente, en caso de no lograr la cura-
cion o de empeoramiento del estado clinico, se indica la
cirugia, preferentemente por abordaje toracico.

Conclusion

No existe un consenso acerca del manejo te-
rapéutico de estas fistulas. En la practica quirdrgica ac-
tual, la amplia disponibilidad de endoscopia interven-
cionista ha mejorado el enfoque invasivo minimo para
el manejo de las FBP. Nuestros datos demuestran que la
CPREes un método preciso para identificar las FBP pos-
traumaticas y que el tratamiento endoscépico puede
ser seguro y eficaz y que mejora la morbimortalidad y
el prondstico de los pacientes. EI DP asociado a drenaje
biliar endoscopico fue la combinacion mas empleada
en este trabajo. Se debe reservar el manejo quirurgico
para las fistulas que no responden al tratamiento me-
nos invasivo y/o para fistulas complicadas.
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Introduction

Pleurobiliary fistula (PBF) is a rare condition
that can be congenital or occur as a complication of
liver hydatid cyst, liver abscess, biliary tract obstruction,
traumatic wounds, or iatrogenesis (liver resection,
radiofrequency catheter ablation, biliary stenosis,
radiation, biliary drainage, etc.)*2. The first report of
PBF was described by Graham in 18973. It represents
a rare complication (0-2%) of penetrating trauma
with associated liver injuryll. As most publications
correspond to case reports there are no clear
recommendations for its treatment. In 1994, Rothberg
et al.! reported that only 34 cases had been published
so far. Andrade-Alegre and Ruiz-Valdés? added 33 more
cases consideringthose of their case series. The hallmark
is the presence of postraumatic pleural effusion with
bilious fluid. Determination of bilirubin in pleural fluid
confirms the diagnosis of PBF2. Computed tomography
(CT) scan and ultrasound are the methods of choice
to rule out associated complications, such as pleural,
biliary or subphrenic abscesses and collections, and
serve to guide percutaneous drainage, if necessary?3°.
However, both methods are not useful for defining
the exact anatomical location of the fistula, which is
necessary to determine the therapeutic approach.
Endoscopic retrograde cholangiopancreatography
(ERCP) is the method of choice to evaluate the biliary
tree4. The traditional treatment of PBF involves
an aggressive surgical approach, with exploratory
laparotomy, biliary drainage, lavage of the abdominal
cavity and thoracotomy with repair of the diaphragm.
However, with the advent of endoscopy, interventional
radiology and minimally invasive techniques, treatment
has evolved and has turned out to be a challenge for
trauma surgeons6,8. We present a case series to
analyze the treatments performed to patients with PBF
due to penetrating thoracoabdominal injury and their
results, compare them with the published literature,
and propose a treatment algorithm.

Material and methods

For this descriptive and retrospective study, we
reviewed the medical records of patients admitted with
penetrating trauma due to stab wound or gunshot to
Hospital José Maria Cullen, Santa Fe, Argentina, Centro
de Trauma Nivel 1 between January 2010 and January
2016. The demographic data, kinematics of trauma,
diagnosis, treatment and patient progress were
analyzed. Liver injuries were classified according to the
American Association for the Surgery of Trauma liver
injury scale based on CT scan or laparotomy findings.
All the patients were evaluated and resuscitated in the

shock room following the advanced trauma life support
(ATLS) guidelines. The initial management was decided
by the on-call trauma surgeon and general surgery
residents. The subsequent management was decided
by all the members of the department of general
surgery. All trauma patients with hemodynamic stability
undergo full-body or thoracoabdominal CT-scan as
usual practice. As specialists in diagnostic imaging were
not on call at the hospital, the lesions were classified
by the on-call trauma surgeon. The diagnosis of PBF
was made by observing bilious fluid through the pleural
drainage and was confirmed by the presence of bilirubin
in pleural fluid. The treatments proposed were pleural
drainage (PD), PD and endoscopic or percutaneous
biliary drainage, and thoracotomy or laparotomy.
Length of hospital stay, morbidity and mortality were
also evaluated.

Results

From total of 5688 clinical records reviewed,
614 hadinvolvement of the thoracicand abdominal wall.
Of these, 7 patients presented PBF, corresponding to an
incidence of 1.1%. All the cases were confirmed with
determination of bilirubin in pleural fluid. Sex, causes
and mechanism of injury are summarized in Table 1.
Mean age was 26 years (range 18-32). In 4 cases, pleural
drainage was the initial management after trauma. Two
patients with suspected associated lesions underwent
PD plus laparotomy and 1 patient required urgent
thoracotomy with suture of the diaphragm followed
by PD. All the patients presented bilious fluid through
the PD 2 and 6 (median 4.2) days after the intervention.
Five patients with bilious fluid through the PD for
more than 72 hours underwent ERCP between 3 and 5
days after the diagnosis was made (Fig. 1). In all these
patients a wide sphincterectomy was performed during
the procedure and a plastic biliary stent was placed
in 2 of them. Amylase levels increased in 1 patient

m TABLE 1

Demographic data
Patient ~ Age  Gender Mechanism  Grade of liver injury*
A 18 Male GSI 1]
B 25 Male GSI 1}
C 27 Male SWI Il
D 31 Male SWI Il
E 19 Male GSI 1]
F 30 Male GSI \%
G 32 Male GSI 1]

*American Association for the Surgery of Trauma liver injury scale.
GSI: gunshot injury. SWI: stab wound injury
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m FIGURE 1

after the procedure who remained asymptomatic
with favorable outcome; amylase level returned to
normal values within 4 days. The biliary stents were
removed 8 weeks after the fistula resolved, without
complications. Of the 5 cases that underwent ERCP,
2 patients required ultrasound-guided percutaneous
drainage during hospitalization due to right subphrenic
collections.

Two patients of the entire series required
thoracotomy due to persistent biliary leak and sepsis
despite the treatments indicated and underwent
decortication, washing of the pleural cavity and suture
of the laceration of diaphragm. One of these patients
required open pleurostomy due to chronic empyema
associated with sepsis.

None of the patients died and mean time to
resolution was 7 to 45 days, but 2 patients required
prolonged antibiotic treatment. Data are summarized
in Tables 2 and 3.

Discussion

In our experience, PBF occurred as a
complication of penetrating thoraco-abdominalinjuries.
They are considerably rare after trauma in general and
result from the combination of hepatic duct injury,
inadvertent or inappropriately treated diaphragmatic
injury, and bile leakage into the pleural space or
bronchial system facilitated by the pressure gradient
between the abdomen and the pleural space. Anderson
found only 3 cases of thoracobiliary fistula in a review
of 1767 cases of thoracoabdominal wounds from World
War | and the Korean conflict. Carroll et al. reported
only 5 cases from 254 patients with traumatic hepatic
injury in Vietnam, and Trunkey et al. described only 1
case from 811 consecutive patients treated at a major
trauma center>*’. We have found 71 cases of traumatic
PBF in the literature. In our case series, the incidence

Endoscopic retrograde colangiopancrea-
tography showing biliary leaks.

m TABLE 2

Treatment received

A +
B +
C +
D + +
E +
Foo+
G +

= TABLE 3

Morbidity and mortality associated with BFP

Thoracotomy (n=2) 0

Empyema + peel (n =2) Thoracostomy (n = 1)

Intraabdominal fluid

collection (n = 2) Percutaneous drainage 0
Sepsis (n=2)
Prolonged intravenous 0
MRSA antibiotics

Acinetobacter sp.
MRSA, Methicillin-resistant Staphylococcus aureus

was 7 cases in 614 patients with shotgun injuries and
stab wound injuries (1.1%). Ivatury et al. reported
an incidence of 0-2%'° (Table 4). The complications
associated with liver trauma, as biliary fistulae,
hepatic hematoma, intraperitoneal bile collection and
hemoperitoneum occur in 3-5% of patients and are
considered predisposing factors for the development
of PBF3. In addition, traumatic diaphragmatic injuries
may occasionally remain inadvertent*%1%13, Post-
traumatic PBF are more common in young men and
after penetrating wounds, as in our series®*'°, The
spectrum of post-traumatic PBF varies from small,
bilious pleural effusions that resolve after PD as
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m TABLE 4

International case series

Author Year Cases Mechanism of trauma
Graham 1897 1 Blunt
Tyrman 1909 1 Penetrating
Elliot 1916 1 Penetrating
Loe 1930 1 Penetrating
Guy 1947 2 Penetrating
Sparkman 1954 2 Penetrating
Anderson 1961 2 Penetrating/blunt
Merendino 1963 1 Penetrating
Ferguson 1967 4 Blunt
Mc Clelland 1965 2 N/D
Williams 1971 1 Blunt
Carroll 1973 5 Penetrating
Trunkey 1974 1 Penetrating
Oparah 1978 4 Penetrating
Oluwole 1980 1 Penetrating
Franklin 1980 1 Penetrating
Cropper 1980 1 Penetrating
Ivatury 1983 3 Penetrating
Coselli 1983 1 Penetrating
Rothberg 1994 1 Penetrating
Sheik-Gafoor 1998 1 Penetrating
Navsaria 2002 1 Penetrating
Singh 2002 3 Penetrating
Bustos 2008 1 Penetrating
Burmeister 2009 22 Penetrating
Ball 2009 1 N/D
Andrade-Ruiz 2013 5 Penetrating
Krithiga® 2015 1 Blunt

120¢0e references . N/D no data available

described by Avraham6 and in 2 patients in our series,
to large, symptomatic, infected, persistent fistulae,
requiring more complex management. Bile leakage to
pleural space can occur at any time depending on the
grade of the injury and is more commonly observed in
grade lll injuries, according to our series. They usually
occur within a week after the injury, as in our cases, but
several authors have described a later onset, ranging
between 2 and 73 days®. The diagnosis is made by the
macroscopic visualization of bile through the PD. The
determination of bilirubin in pleural fluid is an objective

finding to confirm the diagnosis. Nevertheless, and
although bilirubin was measured in all our patients,
we believe this is not strictly necessary as most reports
have shown.

Most publications have reported that PBF can
be managed with a surgical or conservative approach;
yet, we prefer the terms aggressive surgical approach
and less or minimally invasive surgical approach. The
first publications recommended an initial aggressive
surgical approach. In fact, in 1967 Ferguson and
Burford? published the necessary steps for a successful
treatment of PBF: aggressive surgical treatment with
early thoracotomy, closure of the diaphragm with
nonabsorbable suture, decortication, lobectomy
in case of bronchobiliary fistula and prophylactic
decompression of the biliary tree. But in the last
decade of the 20th century, some reports supporting
and endorsing less invasive treatment emerged.
Then, percutaneous and endoscopic drainage and
decompression of the biliary tree gained importance
as first line treatment in patients with PBF. Three
concepts are important in the management of PBF:
location of the leak, adequate drainage of pleural fluid
and subphrenic collections, and decompression of the
biliary tree”®. The best imaging test for defining biliary
duct trauma is cholangiography, either intraoperatively,
endoscopically (ERCP) or by a percutaneous
transhepatic approach®. Singh et al.> demonstrated
that magnetic resonance cholangiopancreatography
and hepatobiliary scintigraphy have high sensitivity to
identify biliary leakages. Ultrasound and CT scan are
used to visualize the pleural space, monitor the hepatic
injury and possible intra-abdominal collections, and
guide those that need to be drained. Pleural effusions
should always be drained in case of PBF. But in case of
subphrenic collections, these should also be drained
to ensure resolution of FBP as the rate of failure
of PD alone is 38%%*. Decompression of the biliary
tree, either by conventional surgery, percutaneously
or endoscopically, also plays an important role in
the treatment. The percutaneous and endoscopic
approach are part of the less invasive treatment, but
the endoscopic approach is the best option as it is
useful to identify the leak and biliary anatomy including
third-order bile ducts and allows for therapeutic
interventions such as sphincterotomy and implantation
of a biliary stent or a nasobiliary tube. Nasobiliary
intubation is not commonly used in the endoscopic
approach but has been described to avoid a second
endoscopy and for follow-up cholangiography®®. There
is no optimal timing for ERCP. Singh et al.®> performed
ERCP within 72-96 hours. In a series of 22 patients (11
treated without surgery and 11 with urgent surgical
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exploration), Burmeister et al.® reported that ERCP
was performed at a mean time of 13.2 days after
liver injury. In our case, ERCP was done within 3 and
5 days after the diagnosis was made. Sphincterotomy
is justified as a therapeutic procedure, understanding
the physiology of the sphincter of Oddi. Geenen et al.*®
observed that the normal pressure in the common bile
duct was 10 £ 2 mm Hg and the mean baseline pressure
in the sphincter of Oddi was 8 £ 3 mm Hg. The pressure
gradient between the common bile duct and the
duodenum before sphincterotomy was 10 + 1 mm Hg.
Given this pressure gradient, in an intact ductal system
bile flows along an open fistula tract following the path
of the least resistance. After sphincterotomy, the mean
basal sphincter of Oddi pressure decreases to 1 + 1
mm Hg, favoring the flow of bile into the duodenum
rather than into the fistula tract**. We have performed
sphincterotomy to all the patients who underwent ERCP,
with favorable outcome. Complications are uncommon
andinclude pancreatitis, cholangitis, bleeding, duodenal
perforation and stent occlusion or migration; in fact,
only one patient had elevated serum amylase level, but
remained asymptomatic. The use of a temporary stent
has demonstrated a significant decrease in morbidity
and mortality compared to surgical intervention®.
Stents are removed once the fistula has resolved,
usually within 6 weeks, which corresponds to the
accepted patency period for small-caliber stents9. In
this study, patients who underwent stenting resolved
the fistula with conservative management, but stents
were removed at 8 weeks. Several recent reports of
some case series have indicated a success rate of 97%
for the treatment of PBF combining ERCP and stent
placement, but we emphasize the small number of cases
in these series’®. As an example, Krige et al.'* reported
20 cases of post-traumatic PBF successfully treated
with ERCP and sphincterotomy with stent placement
in 18 patients and only with sphincterotomy in 2
patients. Percutaneous embolization of the peripheral
intrahepatic bile duct close to the origin of the fistula
under fluoroscopic guidance is another minimally
invasive treatment that was described by Giménez et
al.® for a biliobronchial fistula and by Burmesteir et
al.® for a PBF. This technique could be safe and feasible
but requires advanced interventional skills and should
be considered only when conventional methods have
failed and the appropriate endoscopic or radiological
expertise is available.

Aggressive surgical treatment is only indicated
in complex PBF complicated with chronic pleural
empyema, persistent fluid drainage and/or sepsis. Some

authors prefer early surgical approach via thoracotomy,
describing a success rate of 97%**. Thoracotomy is the
approach most commonly used, since it allows the
combination of pleural decortication, extraperitoneal
drainage of the liver, fistulectomy and suture of the
diaphragm?*°. We have used this approach in 1 case as
initial treatment and in 2 cases to treat complications
developed after the diagnosis. Laparotomy is indicated
in cases with major injuries of the extrahepatic biliary
tree and for patients with hemodynamic instability
during conservative treatment of liver trauma. Fistula
closure with the greater omentum is a possible surgical
method to consider®!.

Morbidity and mortality vary depending on the
cause and associated injuries. The clinical suspicion,
imaging tests and early detection of biliary leak are
the key to patients’ outcome. There were no deaths in
our series, and 100% of cases were cured. When we
compare our series with those reviewed, PBF resolved
with either the less invasive or aggressive surgical
approach.

We propose an algorithm for the management
of PBF (Fig.2) suggestingchestand abdominal ultrasound
or CT scan according to availability and accessibility after
the PBF has been diagnosed. If a subphrenic collection
is visualized, we indicate percutaneous drainage to
reduce pressure and corrosion of the diaphragm
generated by the presence of bile on the diaphragm.
Drainage should be monitored for 72 hours, and in
case of persistent drainage, ERCP and sphincterotomy
with/or stent placement is indicated. If the condition
is not resolved or the patient deteriorates, surgery via
thoracotomy indicated.

Conclusion

There is no consensus about the therapeutic
management of these fistulae. In current surgical
practice, the wide availability of interventional
endoscopy has improved the minimally invasive
approach for the management of PBF. Our data
demonstrate that ERCP is an accurate method for
identifying post-traumatic PBF and that endoscopic
treatment can be safe and effective and improves
patient morbidity, mortality and outcome. Pleural
drainage associated with endoscopic biliary drainage
was the most used combination in this paper. Surgery
should be limited to fistulae not responding lo less
invasive treatments or to complicated fistulae.
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