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The Aymand’s hernia. Case report and review of the literature

The crural hernia containing an inflamed appendix is a rare entity and must be considered a variant of the hernia

first described in 1735 by Claudius Amyand.

This hernia is rarely recognised and diagnosed before the surgical treatment because it is often confused with a stran-

gled hernia.

In spite of this, the clinical presentation seems to follow a well determined pathway, so is possible to argue that the
uncorrect diagnosis is to be attributed to the ignorance of this hernia.

We report a case of Amyands crural hernia in a woman 57 years old. The base of the appendix was not inflamed
and, according to this, we made an appendectomy. We closed the hernia defect without the use of a synthetic mesh. The

post operative period was regular and free of complications.
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Introduzione

Claudius Amyand (1680-1740), ugonotto rifugiato in
Inghilterra, divenne chirurgo militare col grado di ser-
gente dell’esercito di re Giorgio II ed anche primario del
St. George’s e Westminister Hospital di Londra. Il suo
ruolo nella storia della chirurgia deriva dall'aver pratica-
to con successo nel 1735 la prima appendicectomia in
un bambino di 11 anni che presentava una perforazio-
ne appendicolare all’interno di un sacco erniario ingui-
nale strozzato. Amyand riporto il caso alla Royal Society
che provvide a pubblicarlo nelle sue “Philosophical
Transactions”.

Il suo nome rimase nell’oscuritd durante il 19° secolo,
epoca in cui si sviluppo la pratica dell'appendicectomia.
Solo grazie a Deaver si riconobbe I'importanza di que-
stuomo nella storia della chirurgia appendicolare.
Secondo quest’autore Amyand realizzo la sua appendi-
cectomia 144 anni prima di quella generalmente accet-
tata e realizzata da Lawson Tate nel 1886, e 150 anni
prima di quella tolta negli Stati Uniti da Hall e che,

Pervenuto in Redazione Febbraio 2006. Accettato per la pubblicazione
Aprile 2006.

Per la corrispondenza: Dr. Piero Vincenzo Lippolis, U.O. Chirurgia
Generale e d’Urgenza, via Roma 67, 56126 Pisa. (e-mail: p.lippo-
lis@dc.med. unipi.it).

casualmente, era contenuta all'interno di un’ernia ingui-
nale destra strozzata .

Creese, Shepherd, Hiatt ed anche Hutchinson hanno
reclamato I'eponimo “ernia di Amyand”, volendola con-
siderare tra le ernie rare ma comunemente accettate,
come quella di Richter e Littre 5.

Si stima che la presenza di una appendice non infiam-
mata sia contenuta nell'1% degli interventi condotti per
patologia erniaria nell’adulto. Il ritrovamento di una
appendicite all'interno di un’ernia inguinale ¢ ancora pil
raro, mentre la sua presenza all'interno di un’ernia cru-
rale ¢ da considerarsi una variante ®7.

Caso clinico

Una donna di 57 anni con antecedenti patologici di car-
cinoma tiroideo trattato con radioiodio, si & rivolta al
nostro dipartimento per la presenza di una tumefazione
dolorosa nella regione crurale destra. La paziente riferi-
va che la sintomatologia era presente da una settimana,
nel corso della quale il dolore aveva subito una varia-
zione, essendosi localizzato in epigastrio con irradiazione
a fascia nei quadranti addominali superiori nei primi tre
giorni,e spostandosi in regione inguino-crurale destra in
corrispondenza della tumefazione palpabile negli ultimi
quattro. La paziente riferiva anche che la sintomatologia
regrediva con l'applicazione locale di ghiaccio. Un mese
prima la paziente ricordava di aver avuto dolore addo-
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Fig. 2: Ecografia della tumefazione.

minale crampiforme nei quadranti bassi, accompagnato
da una tumefazione dolorosa in regione crurale destra,
ma in tale occasione non aveva fatto ricorso a cure medi-
che per la risoluzione spontanea della sintomatologia.

Lesame emocromocitometrico mostrava una lieve leuco-
citosi (11200 cellule/mm?) con prevalenza di neutrofili
(76,7%, 8620 cellule/mm?), I'esame radiografico standard
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e ecografia dell’'addome non mostravano reperti patolo-
gici. Lecografia localizzata sulla tumefazione permetteva
di apprezzare al suo interno la presenza di un'ansa inte-
stinale e di linfoadenopatia inguinale di tipo reattivo.
Sulla base della clinica e dei reperti strumentali ¢ stata
fatta diagnosi di ernia crurale destra strozzata e la pazien-
te ¢ stata sottoposta ad intervento chirurgico urgente.
Nel corso dell'intervento chirurgico ¢ stata riscontrata
una massa inflammatoria ed edematosa al di sotto del
legamento inguinale, in posizione mediale rispetto al
fascio vasculo-nervoso dell’arto inferiore. Dopo aver iso-
lato il sacco erniario, per verificare la vitalita dei visceri
in esso contenuti, si ¢ proceduto alla sua apertura e que-
sto ha portato al ritrovamento dell'appendice vermifor-
me, che si presentava congesta e con gangrena apicale.
La base dell’appendice era libera da inflammazione ed &
stata quindi praticata 'appendicectomia.

Nel corso dello stesso intervento ¢ stata riparata la por-

Fig. 4: L’appendice completamente liberata ed il cieco.
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ta erniaria avvicinando il legamento inguinale al lega-
mento di Colles con una sutura a punti staccati. Dal
momento che il processo necrotico ed infiammatorio era
per lo pit localizzato all'apice dell'appendice non ¢ sta-
to posizionato alcun drenaggio; tuttavia, considerando il
rischio di proliferazione batterica, la plastica erniaria ¢
stata fatta senza l'ausilio di protesi sintetiche.

Il decorso postoperatorio ¢ stato regolare e non si sono
verificate complicazioni chirurgiche, la paziente ¢ stata
dimessa in buone condizioni in seconda giornata post-
operatoria. Alla paziente ¢ stata somministrata una tera-
pia antibiotica ad ampio spettro per via parenterale fino
alla dimissione, mentre per i cinque giorni successivi ¢
stata proseguita per os.

Discussione

Il ritrovamento dell’appendice vermiforme all’interno di
un’ernia inguinale o crurale non ¢ un reperto infrequente
ed ammonta a circa '1% dei casi. Al contrario, 'appen-
dicite acuta associata ad un incarceramento o ad uno
strozzamento ¢ rara ed ha un’incidenza dello 0.13% cir-
ca 8. Casi di questa patologia sono stati segnalati in
pazienti di tutte le etd, dai 6 mesi agli 88 anni, con una
leggera predilezione del sesso maschile. Le donne colpi-
te da questo tipo di malattia sono in genere in meno-
pausa ed hanno un’ernia crurale con frequenza notevol-
mente piu alta >l

La fisiopatologia dell’ernia di Amyand ¢ ignota. La rela-
zione di causa-effetto fra lincarcerazione e la flogosi
dell’ append1ce non ¢ ancora chiara. Esistono due teorie
magglormente accreditate: secondo la prima Ievento
principale ¢ la flogosi appendicolare, che nelle fasi avan-
zate determina un edema marcato che provoca prima sta-
si venosa e poi un insufficiente apporto arterioso che
crea necrosi e sovrainfezione batterica. Seguendo la secon-
da teoria, invece, I'appendice che si impegna nel sacco
erniario si espone a piccoli traumi che danno luogo ad
una reazione flogistica con formazione di aderenze che
determinano la ritenzione dell'appendice nel sacco ernia-
rio. La contrazione dei muscoli addominali ed altre situa-
zioni che comportano improvvisi aumenti della pressio-
ne addominale causano una compressione dell’appendi-
ce e quindi determinano una ulteriore inflammazione che
va a compromettere I'apporto ematico. Con questo mec-
canismo si instaura un circolo vizioso che alla fine por-
ta ad una grave flogosi appendicolare con proliferazione
e sovrainfezione batterica. A questo punto occorre con-
siderare che i tentativi di riduzione manuale potrebbero
causare edema, ematoma ed iperplasia linfatica e deter-
minare una ulteriore ostruzione del lume appendicola-
re 1214,

A supporto della seconda teoria ci sono le osservazioni
di Abu-dalu, di Logan e di Hennington, nonché quelle
di Apostolidis e Papadopoulos. In particolare questi ulti-
mi hanno riportato un caso di un uomo di 68 anni in

cui 'esame istologico sul pezzo operatorio ha messo in
evidenza segni di flogosi cronica a carico del sacco ernia-
rio ed una periappendicite con congestione vascolare,
come se lappendice si fosse prima incarcerata e poi
inflammata 5.

La corretta diagnosi preoperatoria ¢ difficoltosa e puo
essere raggiunta solo con un alto sospetto clinico, dal
momento che i sintomi associati a questa condizione
variano in base alla gravitd del processo flogistico e del-
la contaminazione peritoneale. Inoltre, la rarita della
patologia e la mancata o non completa conoscenza
dell'ernia di Amyand da parte dei medici che si trova-
no a valutare una patologia, che necessita comunque di
un trattamento chirurgico urgente, rende conto del fat-
to che sia stata fatta soltanto una diagnosi preoperatoria
corretta su 60 casi esaminati da Weber in un arco di
tempo di 40 anni, dal 1959 al 1999 '°.

Generalmente i pazienti si rivolgono al medico quando
la fase infiammatoria ¢ avanzata e quindi I'anamnesi e
I'esame obiettivo sono spesso focalizzati sulla presenza di
una tumefazione dolente al di sopra di un’ernia preesi-
stente e questo porta spesso a fare diagnosi di incarce-
ramento o di strozzamento, anche se in genere manca-
no i segni clinici e radiologici di una ostruzione intesti-
nale 7. In letteratura ¢ riportato un solo caso di ostru-
zione intestinale associato all’erniazione dell’appendice
vermiforme all'interno di un sacco di ernia crurale, ma
cid era dovuto ad una torsione dell’ultima ansa ileale
sull’appendice stessa che presentava I'apice adeso all'inter-
no del sacco 8.

Alcuni autori suggeriscono che il dolore dell’appendicite
strozzata tende ad essere episodico e crampiforme piut-
tosto che sordo e costante, come quello che generalmente
si osserva negli strozzamenti intestinali. La febbre e la
leucocitosi non sono sintomi affidabili 1213,
Ciononostante in molti casi i prodromi possono essere
quelli tipici di una appendicite con dolore epigastrico o
periombelicale che poi si localizza nel quadrante inferiore
destro o a livello del sacco erniario .

Questo ¢ in accordo con quello che abbiamo osservato
nel nostro caso, dove mancava la febbre, la conta leu-
cocitaria era ai limiti della norma ed il dolore ha subi-
to una migrazione dai quadranti addominali alti alla
regione inguino-crurale destra.

La diagnosi differenziale comprende I'ernia incarcerata o
strozzata in tutte le sue altre possibili varianti, la linfa-
denite inguinale, la torsione testicolare, I'epididimite acu-
ta, l'idrocele e la pannicolite *1°.

Lutilita dell'ecografia e della TC per giungere ad una
corretta diagnosi preoperatoria deve ancora essere valu-
tata a fondo, dato che sono pochi i lavori che fanno
riferimento all’utilizzo di tali metodiche. Akifirat e Celik
hanno riportato dei casi in cui la diagnosi di ernia di
Amyand ¢ stata fatta grazie all’ecografia preoperatoria,
che ha dimostrato la presenza dell'appendice all’interno
del sacco erniario 2021,

Per quello che riguarda il ruolo della TC c’¢ da dire che,
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sebbene non sia un esame strumentale di primo livello,
ha dimostrato la sua utilicd permettendo di fare una cor-
retta diagnosi in alcuni casi in cui lernia di Amyand
non era stata sospettata sulla base dell'anamnesi e dell’esa-
me obiettivo ?2. Il trattamento dell’appendicite erniaria
include l'appendicectomia con riparazione primaria del
difetto erniario utilizzando la stessa incisione ®*13. Le
protesi sintetiche non dovrebbero essere utilizzate per la
riparazione dei difetti addominali qualora vi siano segni
di infezione perche il materiale protesico pud aumenta-
re la risposta inflammatoria e quindi favorire una infe-
zione della ferita ed una possibile fistola con il monco-
ne appendicolare ©%23.

Quando si esegue una plastica erniaria in regime
d’urgenza andrebbe sempre valutata l'opportunita di
aprire il sacco erniario per verificare la vitalita dei visce-
ri in esso contenuti. Cio ¢ oltremodo importante quan-
do si sospetta la presenza di un’ernia di Amyand. E sta-
to infatti segnalato un caso di un bambino di 8 mesi
che si ¢ presentato con vomito e con una tumefazione
dolente in regione inguino-scrotale destra, che ¢ stata
ridotta manualmente con lausilio della sedazione. Nelle
24 ore successive il bambino ¢ stato sottoposto ad inter-
vento chirurgico di plastica erniaria, durante il quale ¢
stato aperto il sacco erniario ed ¢ stata rilevata la pre-
senza dell’appendice cecale infiammata. In questo caso
la mancata apertura del sacco erniario avrebbe peggio-
rato la prognosi del piccolo paziente, dal momento che
I'appendicectomia sarebbe stata ritardata fino allo svi-
luppo dei sintomi pit specifici di appendicite acuta;
momento in cui sarebbe stata pil elevata la possibilita
di flogosi peritoneale 2%. Anche se l'appendicectomia
dovrebbe essere praticata attraverso lincisione che nor-
malmente si effettuata per la plastica erniaria, la lapa-
rotomia ¢ giustificata quando sia necessario provvedere
al drenaggio di cavitd ascessuali o alla toilette perito-
neale; ma ¢ anche giustificata nei casi in cui le mano-
vre di liberazione dell'appendice dall’anello inguinale
profondo siano particolarmente  difficoltose 71725,
Inoltre, considerando la situazione precaria del funicolo
e del testicolo dovuta al processo infiammatorio acuto
e l'incidenza in cui sono fonte di sepsi post operatoria,
'orchiectomia puod divenire necessaria, in particolare nei
pazienti anziani ®!°. Da alcuni autori & stato proposto
anche il trattamento laparoscopico ma, considerando la
bassa casistica riportata ed il carattere di urgenza
dell'intervento, si pud affermare che i dati a nostra
disposizione siano ancora esigui per esprimere un giu-
dizio clinico effettivamente rilevante 2°. La mortalita
dopo intervento per ernia di Amyand varia dal 14 al
30% ed ¢ associata a complicanze settiche 1. Nei casi
clinici recenti ¢ stato registrato un minor numero di
complicazioni, incluso polmoniti, epididimiti e ritenzio-
ne urinaria ed ¢ quindi possibile che una migliore cono-
scenza del quadro clinico possa ulteriormente miglio-
rarne la prognosi 71162527,
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Conclusioni

Lernia di Amyand ¢ rara, ma quando si presenta viene
generalmente confusa con un’ernia inguinale o crurale
strozzata. Questa ¢ una situazione che al pari della pre-
cedente richiede un trattamento chirurgico urgente. Una
precisa anamnesi ed esame obiettivo, assieme ad una
conoscenza dell’ernia di Amyand, costituiscono gli ele-
menti essenziali per giungere ad una corretta diagnosi
preoperatoria. Fino ad oggi la diagnosi, o comunque il
sospetto di ernia di Amyand nel periodo preoperatorio,
¢ stata fatta solo occasionalmente; a tal proposito una
migliore conoscenza del quadro clinico potrebbe com-
portare una riduzione della morbilita e della mortalita
ad essa associata. Lapplicazione di esami strumentali
come l'ecografia e la TC aumenta sicuramente I'accura-
tezza diagnostica. Il trattamento chirurgico corretto
dovrebbe comprendere I'appendicectomia attraverso
lapertura del sacco erniario e la riparazione del difetto
erniario evitando I'uso di materiale protesico in presen-
za di segni di infezione.

Riassunto

Lappendicite acuta incarcerata in un’ernia crurale ¢ una
entitd clinica di raro riscontro ed ¢ da considerare la
variante di unernia descritta per la prima volta da
Claudius Amyand nel 1735. Raramente si giunge ad una
corretta diagnosi preoperatoria perché & spesso confusa
con un’ernia strozzata. Ciononostante, la presentazione
sintomatologica sembrerebbe seguire un particolare iter
clinico, tanto che si pud supporre che la diagnosi non
corretta sia principalmente da imputare ad una non
conoscenza di questo particolare tipo di ernia.

Riportiamo un caso di ernia di Amyand crurale in una
donna di 57 anni. La base dell’appendice era libera da
inflammazione ed ¢ stata praticata 'appendicectomia. 1l
difetto dell’ernia ¢ stato chiuso senza il posizionamento

di una rete. I postoperatorio ¢ stato regolare e libero da
complicazioni.
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Commento e Commentary

Prof. Nicora PIcARDI
Ordinario di Chirurgia Generale
Universita “G. d’Annunzio” di Chieti

peratorio privo di eventi di rilievo.

valido drenaggio venoso della struttura.

Losservazione degli Autori vichiama alla mia memoria una analoga esperienza personale della fine degli anni 70. Si trat-
tava di una paziente di 73 anni, ricoverata in elezione presso la III Clinica Chirurgica dell Univesrita “La Sapienza” di
Roma nella corsia posta sotto la mia responsabilita clinica, per la presenza apparentemente oligosintomatica di una tume-
Jazione inguino-crureale destra, fissa, duro parenchimatosa e non dolente. La non disponibilita routinaria allepoca di uno
studio ecografico, la negativita clinica ed endoscopica di parologia rettale o ginecologica, il sospetto elevaro che si trattasse
di unernia crurale, con minimo dubbio circa una linfoadenopatia, portarono direttamente all’intervento chirurgico esplo-
ratore la paziente. Si trattava di un'ernia crurale, che con grande sorpresa conteneva unappendice completamente mum-
mificata, con il cieco indenne appena appoggiato e fisso all'orificio erniario interno. Dopo erniolaparotomia venne esegui-
ta lappendicectomia con routinario duplice affondamento, e quindi la plastica classica dell’ernia crurale, con decorso posto-

E dunque significativo il fatto che, se pur preceduto da sintomarologia, lincarceramento dell'appendice nella sacca ernia-
ria crurale, questa era passata inosservata allepoca certamente remota date le alterazioni anatomo patologiche osservate
allintervento sull appendice, ¢ tali da non lasciare tracce nellanamnesi. Levoluzione in gangrena secca dell appendice dove-
va essersi verificata per una casuale progressiva ischemia dell'arteriola appendicolare pur permanendo per lungo tempo un
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The case report of this paper recalls to my memory a similar personal experience at the end of the 70. It was that of a
73 years old female, electively admitted in the ward under my responsibility of the 3rd Surgicla Clinic of University “La
Sapienza” of Rome, because of a right, fixed, parenchimatous hard, painless inguino-crural tumour.

At that time we didn’t use as a routine echography, and because of a negative clinical and endoscopic study of the rectum
and of the gynaecologic apparatus and an high suspicion of a crural hernia with minimal doubt for a lymph node patho-
logy, the patient was driver to explorative surgery. It was a crural hernia, that with our grear surprise container a com-
pletely mummified cecal appendice, with the not affected cecum fixed aside the internal hernial orifica. After hernio-lapa-
rotomy an appendectomy was performed as the rule with double suture, and the tha classical plastic repair of the crural
hernia, and the recovery of the patient followed uneventuful.

It is meaningful that, also if some symptomatology were at the remote beginning of the jailing of the appendice in the
crural sac, this was not noticed. The surely long history of this evenienze anyway left no trace in the long patient history,
and the length of the evolution was witnessed by the pathological alterations observed in the appendice ar operation. The
evolution toward a dry gangrene was surely due to a progressive ischemia of the appendicular arteriole without any block,
Jfor a long time, of the correspondent venous drainage.
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