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RESUMO - Introducéo: A fistula pancreaticopleural é complicacdo rara da pancreatite cronica.
Objetivo: Descrever a fistula pancreaticopleural consequente a pancreatite cronica e fazer
revisdo extensa da literatura sobre o topico. Métodos: Revisdo narrativa abrangente através
de pesquisa online nas bases de dados Medline e Lilacs para artigos publicados nos Ultimos
20 anos. Resultados:Houve 22 relatos de casos e quatro séries de casos selecionadas.
A principal indicagdo para o tratamento cirlrgico é a falha de tratamentos clinicos e/
ou endoscopicos. A cirurgia é baseada na drenagem pancredtica interna, especialmente
por meio de pancreaticojejunostomias e/ou resseccOes pancredticas. Conclusédo: A fistula
pancreaticopleural é complicacdo rara da pancreatite cronica e o procedimento de Frey pode
ser opgao terapéutica apropriada em casos selecionados quando os tratamentos clinico e
endoscopico ndo obtiverem éxito.

ABSTRACT - Introduction: Pancreaticopleural fistula is a rare complication of chronic pancreatitis.
Objective: To describe pancreaticopleural fistula due to chronic pancreatitis and perform an
extensive review of literature on this topic. Methods: Comprehensive narrative review through
online research on the databases Medline and Lilacs for articles published over the last 20
years. There were 22 case reports and four case series selected. Results: The main indication
for surgical treatment is the failure of clinical and/or endoscopic treatments. Surgery is based
on internal pancreatic drainage, especially by means of pancreaticojejunostomy, and/or
pancreatic resections. Conclusion: Pancreaticopleural fistula is a rare complication of chronic
pancreatitis and the Frey procedure may be an appropriate therapeutic option in selected
cases when clinical and endoscopic treatments are unsuccessful.

This is an open-access
article distributed under the terms of the
Creative Commons Attribution License.

INTRODUCAO

pancreatite crénica é um processo inflamatério progressivo e irreversivel
caracterizado pela substituicdo do parénquima pancreatico por tecido fibrético.
Esta doenga tem como principais manifestacdes clinicas dor abdominal
cronica e incapacitante associada a perda das fungdes exdcrina e endocrina do pancreas.
Os pacientes acometidos frequentemente necessitam procedimentos endoscépicos e/
ou cirlrgicos para o tratamento das complicacGes relacionadas a doenca®, das quais
a fistula pancreaticopleural é uma das mais raras. Estima-se que ocorra em 0,4% dos
pacientes com pancreatite, mais comumente ocorrendo em casos de pancreatite cronica
alcodlica™. Corresponde a condigdo na qual as secre¢des pancreaticas drenam diretamente
para a cavidade pleural, devido a processo inflamatorio cronico, inflamacéo aguda, ou
rotura traumatica ou iatrogénica do ducto pancreatico. Geralmente, se apresenta como
derrames pleurais volumosos e recidivantes, frequentemente no hemitérax esquerdo e
com elevada concentragdo de amilase pancreatica.
Este estudo tem por objetivo descrever fistulas pancreaticopleurais causadas por
pancreatite cronica e realizar revisdo da literatura atualmente disponivel sobre este topico.

METODOS

Uma revisdo da literatura publicada nos Gltimos 20 anos foi conduzida através
da pesquisa online aos descritores “pancreatitis, chronic” AND “pleural effusion” AND
“fistula” no Medline (via PubMed) e "pancreatitis, chronic OR pancreatite cronica OR
pancreatitis cronica” AND “pleural effusion OR derrame pleural” AND/OR “fistula” no
Lilacs (via BVS). Foram incluidos artigos originais que relataram casos Unicos ou séries de
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casos desta doenca ou condicOes correlatas. Foram excluidos
artigos que consistiam em estudos cujo objeto néo era similar
ao descrito acima, resumos de sessbes de pOsteres, artigos de
revisdo e outros tipos de publicacdes. Outros artigos foram
usados para contextualizagdo e discussao. Ao final, foram
apresentados casos da instituicdo envolvida.

RESULTADOS

Apos pesquisa online abrangente, foram incluidos 26
estudos, dos quais 22 eram relatos de casos e quatro eram
séries de casos. A Tabela 1 sumariza os principais artigos
encontrados e os resultados relatados. Um diagrama de fluxo
da revisdo é apresentado na Figura 1.

)
o
'% Registros identificados na pesquisa
e aos bancos de dados (PubMed e Registros excluidos
? LIL_ACS) (n=150)
b (n=177) Razdes:
> - Néo pertinentes: 116
- Revisdes: 34
( ) v
g ‘ Registros escolhidos |
-] B
2 (n=27) Registro excluido
= (n=1)
 S— »| Razdo:
- Texto completo indisponivel: 1
v
g Artigos com texto completo
H avaliados para elegibilidade
) (n total = 26)
w
s l
{ '
] Estudos incluidos na reviséo
2 (n =26
g
~———/

FIGURA 1 - Fluxograma da revisdo de literatura

Neste estudo, foram acrescentados ao nimero total de
casos relatados na literatura nos ultimos 20 anos, dois casos
de fistula pancreaticopleural atendidos na instituicdo dos
autores, baseado na analise retrospectiva de dados colhidos
de prontuarios médicos. Com este acréscimo, o numero de
casos relatados na literatura neste periodo é de 40.

O primeiro dos casos dos autores refere-se aum homem
de 46 anos com historico de alcoolismo e tabagismo de longa
data, admitido no setor de emergéncia devido a dispneia
leve, com diagndstico de derrame pleural a direita. Apos a
toracocentese, o nivel de amilase do liquido pleural era de 61.000
Ul/l. Tomografia de abdome mostrava alteracbes pancreaticas
compativeis com pancreatite cronica. Tratamento com jejum
oral, nutricdo parenteral total, sintomaticos e toracocentese
de alivio foi indicado. Devido a manutencao do derrame
pleural com septos, foi submetido a drenagem toracica e
pleuroscopia. Evoluiu com drenagem de alto débito e infusdo
de octreotide foi iniciada. Apds trés semanas de tratamento e
manutencdo do derrame pleural, o paciente foi encaminhado
para colangiopancreatografia retrograda endoscopica (CPRE),
que mostrou ducto pancreatico principal dilatado e tortuoso,
com um trajeto fistuloso cranial e sangramento exteriorizado
pela papila duodenal, o que contraindicou a colocacdo de
um cateter pancredatico. Foi submetido a arteriografia seletiva
do tronco celiaco e cintilografia com hemacias marcadas,
ambas negativas para sangramento ativo. Foi optado pela
pancreaticojejunostomia em Y-de-Roux associada a enucleagéo
da cabeca do pancreas (operagdo de Frey). Houve evolucdo
pds-operatoria satisfatdria, com diminuicdo do derrame pleural
apos cinco dias, e alta hospitalar sete dias apds a operacao.
Houve regressdo completa do derrame pleural apos duas
semanas. Quatorze meses apos, ele encontrava-se em boas
condicoes, sem dor ou esteatorreia, e sem evidéncias de
disfuncao enddcrina.

O caso seguinte refere-se ahomem de 42 anos, tabagista
e etilista pesado, que procurou pelo setor de urgéncia com
queixas de dispneia e dor toracica ao longo de um més. Um

derrame pleural a esquerda foi observado e toracentese foi
realizada, mostrando nivel de amilase de 250.000 Ul/I. Uma
tomografia abdominal foi realizada, que mostrou altera¢es
sugestivas de pancreatite cronica. A CPRE mostrou dilatagdo
e irregularidade difusa do ducto pancreatico e duas areas de
estenose (cabeca e transicdo cabeca-corpo), e extravazamento
de contraste através de um trajeto fistuloso. Esfincterotomia
e dilatacdo foram realizadas, mas a tentativa de colocacéo de
um cateter ndo logrou éxito. Tratamento cirdrgico foi indicado
e ele foi submetido a operacdo de Frey. Apresentou evolugdo
pds-operatodria satisfatoria, com remissdo completa do derrame
pleural oito dias apos e alta hospitalar no dia seguinte. O
paciente encontra-se atualmente no nono ano de seguimento
pds-operatorio, fazendo uso de enzimas pancreaticas devido
a insuficiéncia exdcrina, sem dor ou sinais de insuficiéncia
enddcrina.

DISCUSSAO

A fistula pancreaticopleural é complicagdo infrequente
que pode ser secundaria a pancreatite aguda ou crénica, assim
como ao trauma pancreatico externo ou iatrogénico. Entretanto,
esta complicagdo relaciona-se a pancreatite cronica de causa
alcodlica em 99% dos casos™.

A fisiopatologia dela consiste na formac¢do de um
trajeto posterior do ducto pancreatico para a pleura ou,
mais frequentemente, apds a formagdo de um pseudocisto e
comunicacao subsequente com a cavidade pleural. Em ambos
0s casos, o liquido escoa pelo retroperitonio através de um
plano de menor resisténcia para a cavidade pleural, geralmente
através do hiato esofagico. Comunicagdes com o pericardio,
arvore bronquica e esdfago ja foram descritas. A comunicagéo
transdiafragmatica é a situacdo menos comum34'8,

Em relacdo a apresentacdo clinica, Uchiyama et al.>
observaram que dispneia, dor abdominal, tosse e dor toracica
estdo presentes em 68% dos casos. Muitos pacientes sao
submetidos a profunda investigacdo de causas pulmonares
antes que o pancreas seja identificado como o sitio primério
da doenca. Sintomas abdominais sdo infrequentes. A ascite
pancreatica esta associada a fistula pancreaticopleural em 20%
dos casos, e em 4% ha associacdo com pericardite®.

O diagnostico é geralmente realizado pela toracocentese
apos radiografia toracica, com achados laboratoriais de niveis
elevados de amilase e lipase no liquido pleural. A amilase sérica
ndo tem valor diagndstico, uma vez que se encontra baixa em
alguns casos®'3'4721, O diagnostico diferencial dos derrames pleurais
deve ser feito com pancreatite aguda, tumores ginecoldgicos,
pulmonares e metastaticos, pneumonia, perfuracdo de esofago,
linfoma, leucemia e tuberculose pulmonar'347.192332121.17
diagnostico pode ser confirmado por CPRE em 80% dos casos,
com evidéncias de trajeto fistuloso em 59%. Em 70% dos casos,
a associacdo com tomografia computadorizada identifica o
trajeto fistuloso. Colangiopancreatografia por ressonancia
magnetica pode demonstrar o envolvimento pancreatico e
a fistula, sem necessidade de contraste, constituindo uma
alternativa ndo-invasiva345202436153,354,

N&o ha estudos randomizados que indiquem o tratamento
mais apropriado para essas fistulas. Inicialmente, o manejo é
conservador com nutricdo, com ou sem drenagem pleural.
Contudo, a resolucdo da continuidade anatomica do ducto
pancreatico é o que define a boa evolugdo desta condicéo.
A eficacia do tratamento conservador varia de 30-60% em
algumas séries e de 0-33% em outras®. Recentemente, o
tratamento endoscopico tem se tornado mais largamente
utilizado, consistindo na dilatacdo com baldo e colocacdo de
préteses intraductais, com taxas de sucesso acima de 25%
relatadas para esta modalidade de tratamento852324433630.2826.27

A principal indicacdo para tratamento cirdrgico é a
refratariedade aos tratamentos clinicos e/ou endoscopicos® 852,
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TABELA 1 - Casos relatados de fistulas pancreaticopleurais secundérias a pancreatite cronica nos ultimos 20 anos

Autor

Molinuevo et al.?'

Materne et al.™

Neher et al.?

Takeo et al.*?

Ito et al.®?

Akahane et al.’

Lanternier et al."”

Lamme et al.”®

Meybeck et al.2°

Neumann et al.>*

Dhebri et al.

Zubiaurre et al 3

Koshitani et al."™

Cocieru et al?

Vyas et al. 3

Cooper et al.#

Thyagaraj et al.*

Ferris et al.®

Sonoda et al.*°

Shah et al. 28

Mota et al. ®

Gomes et al.?

Hirosawa et al.”

Oh et al.®

Sanchez et al.?’

Soares et al.®

Sexo/
Idade
(anos)
M/28
M/37

M/41

M/50

M/32

M/53

M/67
M/52

F/39

M/69

M/64

F /44
M/54

M/42

M/39

M/68
F/47
M/46
M/54

M/40
M / 45

M/56

M/65
M/59

M/53

M/72

M/49

F/51

M/53

M/32

F/52

M/44

M/58

M/32

F/47

M/51

M/43

Etiologia da
pancreatite

Alcodlica
Alcodlica

Alcodlica
Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica
Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica
Alcodlica

NR
Alcodlica
Alcodlica
Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica
NR

Pancreas
pseudodivisum
Alcodlica,
pancreas
divisum
incompleto

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Alcodlica

Estenose
de ducto
pancreético
pos-CPRE
Alcodlica
NR (HIV-
positivo em

terapia anti-
retroviral)

Sintomas

Dispneia
Dispneia

Dispneia

Dispneia, dor
toréacica

Dispneia

Dispneia, dor
toracica, tosse
NR
Tosse, dorsalgia
Tosse,
expectoracao
Tosse, dispneia,
dor toracica
Dispneia, tosse,
tamponamento
cardiaco
Dispneia, tosse

Dispneia, tosse
Dispneia, tosse

Dispneia, dor
toracica

Dispneia, dor
toracica
Dispneia, dor
toracica, tosse
Dispneia, dor
torcica, tosse
Dispneia, dor
toracica
Dispneia,
dorsalgia
Febre, tosse

Dispneia

Dispneia aos
esforcos
Dispneia

Dispneia, febre,
hemoptise, dor
toréacica

Dispneia

Dispneia, dor
toracica, perda
de peso

Dispneia, dor
epigastrica
Tosse seca,

Dispneia,
palpitacoes

Dispneia, dor

torécica, tosse,
dor abdominal

Dispneia

Dispneia aos
esforcos, tosse
seca, dor
toréacica

Dor toracica

Dor epigéastrica

Dor epigastrica,
Dispneia

Dispneia, dor
toracica

Dispneia

Diagnéstico
de imagem

TC, CPRE
TC, CPRE

TC, CPRE
TC, CPRE,
RM

TC, CPRE,
RM

TC, CPRE

TC, CPRE
TC

TC

TC, RM,
CPRE

TC, RM,
CPRE

NR
NR

NR
TC

TC, CPRE
TC, CPRE

TC, CPRE

TC, CPRE,
RM

TC, RM
TC, CPRE

TC, CPRE
TC, CPRE

RM, CPRE

TC, RM,
CPRE

TC, EUS,
CPRE

TC,RM

TC, RM,
CPRE

TC, RM,
CPRE

TC, RM,
CPRE

TC

TC, CPRE

TC, CPRE
CPRE

CPRE, TC,
RM

TC, RM,
CPRE

TC, RM,
CPRE

Tratamento

Drenagem pleural, Cirurgia de Puestow
Toracocentese, Cirurgia de Puestow
Toracocentese, Pancreatectomia distal com
Pancreaticojejunostomia em Y de Roux
Toracocentese, nutricdo parenteral total, infusao
de somatostatina, Pancreatectomia distal with
longitudinal pancreatojejunostomy
Toracocentese, infusdo de somatostatina, colocagdo
de catéter pancreatico

Toracocentese, colocacdo de catéter pancreatico

Toracocentese, nutricdo parenteral total, octreotide
Drenagem pleural, octreotide

Conservador

Toracocentese, nutricdo parenteral total, octreotide
Drenagem pleural, colocagdo endoscépica de catéter,
Pancreatectomia distal com pancreaticojejunostomia
Drenagem pleural

Resseccdo pancreatica

Resseccdo pancreédtica

Drenagem pleural, ocreotide, antibioticoterapia,
decorticacdo pleural, drenagem percutanea de
pseudocisto pancreatico

Colocacdo de catéter pancreatico, antibioticoterapia

Drenagem pleural, esfincterotomia endoscépica,
octreotide

Drenagem pleural, colocagdo endoscopica de
catéteres pancreaticos, octreotide

Drenagem pleural, ocreotide

Drenagem pleural, nutricdo parenteral total

Drenagem pleural, colocacao de catéter pancreatico
Drenagem pleural, colocagdo de catéter pancreético,
drenagem percutanea de pseudocisto pancreatico,
pancreatectomia distal

Drenagem pleural, colocacdo endoscépica de catéter

Toracocentese, cirurgia de Frey
Drenagem pleural, pancreaticojejunostomia

Toracocentese, colocacdo de catéter pancreatico
guiada por ecoendoscopia

Drenagem pleural, Pancreatectomia distal

Toracocentese, colocacdo endoscopica de catéter,
antibioticoterapia

Drenagem pleural, nutricdo parenteral total, octreotide,
Pancreatectomia distal

Colocacdo endoscopica de catéter

Toracocentese, cirurgia de Partingon-Rochelle

Toracocentese, nutricdo parenteral total

Drenagem pleural, colocagdo endoscopica de
catéter, antibioticoterapia

Drenagem pleural, nutricdo parenteral total, colocacao
endoscopica de cateter

Colocacdo endoscopica de catéter

Toracocentese, nutricdo enteral distal, octreotide,
colocagao endoscopica de cateter

Drenagem pleural, nutricdo parenteral total, andlogos
de somatostatina, esfincterotomia endoscépica,
Pancreatectomia distal com pancreaticojejunostomia
em Y de Roux

Resultado

Assintomatico apds 12 meses
Assintomatico apds 24 meses

Assintomatico apds 20 meses
NR

Semintercorréncias no pos-operatorio
imediato

Sem derrame pleural apés 5 meses

Assintomatico na alta
NR

NR

Assintomatico apds 5 anos

Sem recorréncia apds 12 meses
Obito por pneumonia
Recuperacao no pos-operatério
imediato

Recuperacao no pos-operatério
imediato

Involugdo parcial do pseudocisto e
regressao das imagens pulmonares
apds 6 meses

Remissdo apos 3 semanas
Perda de seguimento apds alta
Bem apds 2 meses

Bem apds 6 meses

Remissao apos um més

Sem recorréncia apds 33 meses

Sem recorréncia apés 20 meses

Sem recorréncia apés 8 meses

Sem recorréncia apds 3 anos

NR

Sem recorréncia apés um ano

NR

Resolugdo no pds-operatoérioimediato

Bemimediatamente apos se recuperar
da cirurgia

Sem recorréncia apds um ano

Bemimediatamente apos recuperacao
pds-operatoria

Regressao de derrame pleural naalta

Regressao de derrame pleural na
alta; perda de seguimento e 6bito
apods 2 anos por causa desconhecida

Regressdo apds 4 semanas

Sem recorréncia apos 2 meses

Assintomatico apds 2 anos

Regressdo de derrame pleural 10
dias apos a cirurgia

M=masculino; F=feminino; NR=n&o relatado; TC=tomografia computadorizada; RM= ressonancia magnética; CPRE=colangiopancreatografia retrégrada endoscopica
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A operagdo baseia-se em drenagens pancreaticas internas,
especialmente através de pancreaticojejunostomias e/ou
ressecgoes pancreaticas, dependendo do grau de envolvimento
do ducto principal e a por¢do do 6rgao acometida. Revisdo
de King et al.™ demonstrou que tentativas de tratamento
conservador por periodos prolongados tendem a retardar
a resolucdo da fistula comparada a indicagdo precoce do
tratamento cirdrgico definitivo.

Nao ha consenso em relacdo ao tratamento ideal. O
manejo conservador deve ser a primeira opcdo; apesar de suas
baixas taxas de resolugdo completa, ha relatos de sucesso e esta
modalidade evita a possibilidade de complica¢cdes advindas de
procedimentos invasivos; todavia, ela frequentemente se associa
a tempos de permanéncia hospitalar mais longos3%1213662211,
O tratamento endoscopico deve constituir a segunda linha
terapéutica, indicada para aqueles individuos que ndo responderam
as medidas clinicas, uma vez que apresenta bons resultados
com morbidade e mortalidade inferiores as observadas apds
operacao>23244282627° Assim, operacao deve ser indicada nos
casos refratarios?"1917.153353330929 Ngo ha consenso acerca de qual
técnica cirdrgica é mais apropriada; a escolha deve depender
das caracteristicas individuais de cada caso. Pacientes com
doenca predominantemente cefalica podem se beneficiar dos
procedimentos de Frey ou Beger?; aqueles com dilatacao ductal
difusa sem acometimento grave da cabeca pancreatica podem
seradequadamente tratados através da operacao de Puestow/
Partington-Rochelle?"'735%; os pacientes com doenca restrita
a cauda ou corpo distal do pancreas podem se beneficiar de
pancreatectomias distais, com ou sem pancreaticojejunostomias,
dependendo do calibre do ducto pancreatico'®**33°, Uma vez
que o tratamento cirlrgico é reconhecidamente a melhor
abordagem para o tratamento dos sintomas abdominais,
especialmente a dor refrataria®’>3'?% ele deve ser considerado
tratamento mais definitivo para estes individuos, haja vista que
promove alivio integrado tanto das consequéncias abdominais
quanto toracicas da doenga.

CONCLUSAO

Afistula pancreaticopleural é complicacdo rara da pancreatite
cronica e a operacdo de Frey pode ser opgdo apropriada de
tratamento, quando ndo houver resposta aos tratamentos
clinico e endoscopico.
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