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Ab

stract

Rendu-Osler-Weber disease (hereditary hemorrhagic teleangiectasia, HHT) is a dominant disorder that leads
to multiorgan vascular dysplasia, involving teleangiectasias and arteriovenous malformations of the skin, the
nose, lungs, the alimentary tract and the central nervous system. Thromboembolic incidents in patients with
HHT occur rarely, however present serious therapeutic challenge. We present a case of 57-year old male
patient with HHT and lower extremity deep vein thrombosis, complicated with pulmonary embolism in whom
administration of antithrombotic drugs in therapeutic dose resulted in uncontrollable epistaxis. Eventually,
embolization of bleeding vessels enabled the therapy with accurate dosage of anticoagulant drug.
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Streszczenie

Choroba Rendu, Oslera i Webera (HHT, hereditary hemorrhagic teleangiectasia) jest dziedziczona w spo-
séb autosomalny dominujgcy, przebiegajgca z wielouktadowq dysplazjg naczyniowq, charakteryzujgcg sie
teleangiektazjami i malformacjami naczyn tetniczych i zylnych skdry, nosa, ptuc, przewodu pokarmowego
i centralnego ukfadu nerwowego. Incydenty zakrzepowo-zatorowe wystepujg u pacjentéw z HHT rzadko,
niemniej jednak ich obecnosc wigze sie z istotnymi problemami terapeutycznymi. Przedstawiamy przypadek
57-letniego pacjenta z HHT i zakrzepicq zyt gtebokich koriczyn dolnych wiktang zatorowosciq ptucng, u ktérego
leczenie przeciwkrzepliwe w dawkach terapeutycznych wigzato sie z trudnymi do opanowania krwawieniami
z nosa. Dopiero zastosowanie embolektomii odpowiadajqcego za krwawienie naczynia umoZzliwifo rozpoczecie
terapii w optymalnych dawkach.

Stowa kluczowe: wrodzona naczyniakowatos$¢ krwotoczna, choroba Rendu, Oslera i Webera,
zatorowos¢ ptucna, zakrzepica zyt gtebokich
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Introduction

Rendu-Osler-Weber disease (hereditary haemor-
rhagic teleangiectasia, HHT) is a hereditary, autosomal
dominant disease; however, in 20% of patients family
history is negative, and in these cases sporadic mutations
are responsible for the presence of symptoms [1]. Mul-
ti-organ disturbances in HHT involve skin and mucous
membrane teleangiectasias, as well as arteriovenous
malformations (AVM) [2]. Spontaneous, recurrent nose
and alimentary tract bleeding is the most common and
usually the first symptom, which occurs in the pre-
school period [3, 4]. AVMs may be asymptomatic, but
sometimes they result in severe complications [5]. We
present the therapeutic problems in a patient with HHT
and coexistent lower extremity deep vein thrombosis
complicated with pulmonary embolism.

Case report

A 57-year-old male patient was admitted to the
Department of Angiology, Systemic Hypertension, and
Diabetology in July 2009 with diagnosis of deep vein
thrombosis complicated with pulmonary embolism.

Family history revealed skin and mucous membrane
teleangiectasias, complicated with common bleeding in
6 among 9 siblings of the patient; these often resulted
in severe anaemia and need of blood transfusion. The
symptoms of the disease in the family began in the patient’s
grandmother. Because of recurrent bleeding, the patients
suffered from chronic anaemia. In 1994 he was hospitalized
in the Lung Disease Unit with a diagnosis of tuberculosis
and underwent lobectomy of the left superior lobe and
finished a course of tuberculostatic treatment.

Before admission to the Department bronchopneu-
monia was diagnosed (dyspnoea, fever) and the patient
was receiving out-clinic treatment. Sputum culture re-
vealed Klebsiella pneumoniae and Candida albicans. De-
spite culture-based treatment with antibiotics progression
of inflammatory lesions on chest X-ray was observed, and
after short period of improvement fever, dyspnoea, and
epistaxis requiring anterior nasal packing occurred. The
patient was hospitalized in an internal medicine ward of
the Regional Medical Centre, where epistaxis was ob-
served several times. The patient was advised by an oto-
laryngologist, and medical treatment was continued. Be-
cause of low haemoglobin level (7.9 g/dl), 2 units of blood
were given without complications, and the haemoglobin
level temporarily increased to 9.9 g/dl and then decreased
8.7 g/dl. Three days before admission to the Department
of Angiology pain and oedema of the right calf occurred; on
ultrasonography, thrombosis of the popliteal vein and deep
veins of the right calf was confirmed. Echocardiography
revealed moderate mitral insufficiency.

Wstep

Choroba Rendu, Oslera i Webera (dziedziczna na-
czyniakowatos$¢ krwotoczna [HHT, hereditary hemor-
rhagic teleangiectasia)) jest dziedziczona autosomalnie
dominujaco, niemniej jednak w 20% przypadkéw nie
stwierdza sie dodatniego wywiadu rodzinnego, a za
wystepowanie objawéw odpowiadajg woéwczas mu-
tacje sporadyczne [I]. W przebiegu HHT obserwuje
sie zaburzenia naczyniowe dotyczace wielu uktadéw,
obejmujace teleangiektazje skéry i bton §luzowych oraz
malformacje tetniczo-zylne (AVM, arteriovenous malfor-
mations) [2]. Samoistne, nawracajace krwawienia z nosa
i przewodu pokarmowego s3 najczestszym i zazwyczaj
najwczesniejszym objawem choroby, czesto pojawiaja
sie juz w wieku przedszkolnym [3, 4]. Malformacje tet-
niczo-zylne moga nie powodowaé zadnych objawéw
klinicznych, niemniej zdarza sig, ze niespodziewanie do-
prowadzaja do powaznych powikian [5]. Ponizej przed-
stawiono trudnosci terapeutyczne u pacjentaz HHT, ze
wspotistniejaca zakrzepica zyt gtebokich konczyny dolnej
prawej wiktang zatorowoscia ptucna.

Opis przypadku

Mezczyzna 57-letni z rozpoznaniem HHT zostat
przyjety do Kliniki Angiologii, Nadcisnienia Tetniczego
i Diabetologii Akademii Medycznej we Wroctawiu w lip-
cu 2009 roku w celu leczenia zakrzepicy zyt gtebokich,
wiktanej zatorowoscia ptucna.

W wywiadzie rodzinnym u szesciorga sposréd dzie-
sieciorga rodzenstwa wystepowaty teleangiektazje skoéry
i bfon $luzowych, wiktane czestymi krwawieniami, pro-
wadzacymi do ciezkiej niedokrwistosci, wymagajacej
przetaczania preparatéw krwi. Objawy choroby po raz
pierwszy w rodzinie wystapity u babci pacjenta. U chore-
go z powodu nawracajacych krwawien utrzymywata sie
przewlekta niedokrwistosé. Pacjent byt hospitalizowany
na oddziale choréb ptuc w 1994 roku z rozpoznaniem
gruzlicy. Wykonano wéwczas lobektomie pfata gérnego
lewego i zastosowano leczenie przeciwpratkowe.

Przed przyjeciem do Kliniki u chorego rozpoznano
odoskrzelowe zapalenie ptuc (dusznos¢, goraczka), le-
czone ambulatoryjnie bez uzyskania poprawy. W posie-
wie plwociny wyhodowano Klebsiella pneumoniae oraz
Candida albicans. Pomimo antybiotykoterapii celowanej
w kontrolnym RTG klatki piersiowej obserwowano pro-
gresje zmian zapalnych, a po krétkim okresie poprawy
klinicznej ponownie wystapita goraczka, dusznos¢ oraz
krwawienie z nosa wymagajace tamponady przednie;j.
Pacjent zostat przyjety na rejonowy oddziat interni-
styczny, gdzie kilkakrotnie obserwowano niewielkie
krwawienia z nosa, chory byt konsultowany laryngo-
logicznie i zalecono leczenie objawowe. Ze wzgledu
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On admission to the Department of Angiology the
patient’s condition was poor. He complained of pain of
the right calf and the left side of the chest. The physical
examination revealed skin paleness, the presence of
angiomas on both hands, the mucous membrane of the
oral cavity and the nose, poorly developed subcutaneous
tissue, and bronchial breath sounds over the left lung
and anterior nasal package (each attempt to remove it
resulted in a recurrence of bleeding). In laboratory tests,
moderate normocytic anaemia (haemoglobin 8.3 g/dl,
MCYV 85.2 fl), increased fibrinogen level (7.1 g/dI, nor-
mal range: 1.8-3.5 g/dl), and elevated D-dimer level
(24.0 mcg/ml, normal range: < 0.5 mcg/ml) were found.
On ultrasonography non-compressible tibial posterior
veins with echogenic thrombotic material were ob-
served; however, no thrombus (which had been de-
scribed) in the popliteal vein was disclosed. Computed
tomography angiography revealed dilatation of the main
pulmonary artery and thrombus in the segmental arteries
of the upper, middle, and lower lobes of the right lung.
On echocardiography, enlargement of the right ventricle
and atrium as well as features of pulmonary hypertension
(estimated maximal systolic pressure in the pulmonary
artery 78 mm Hg) were found. Based on the clinical
picture, a diagnosis of deep vein thrombosis complicated
with moderate pulmonary risk was diagnosed.

Primarily, treatment with unfractionated heparin
monitored by activated partial thromboplastin time
(aPTT) was established. Recurrent episodes of epistaxis
after each attempt to remove the anterior nasal package,
and low haemoglobin level (7.9 g/dl) prompted a transfu-
sion of 2 units of blood. Because of the impossibility of
proper treatment of potentially life-threatening venous
thromboembolic disease, a decision for bilateral selec-
tive embolization of the maxillary and nasal arteries
responsible for the bleeding was made.

On angiography, slightly wider and tortuous left max-
illary artery with massive extravasation of contrast-en-
hanced blood from the nasal branches was disclosed.
Similar extravasation originated from the nasal branch
of the right maxillary artery. Bilateral embolization of
branches of the maxillary and nasal arteries responsi-
ble for bleeding was performed (figure 1-3). After the
procedure, the patient’s general condition was stable
and treatment with low molecular weight heparin was
introduced (nadroparin 5700 1U/0.6 ml subcutaneously
b.i.d. for 7 days, followed by 5700/0.6 1U/ml q.d.). Al-
leviation of dyspnoea and a decrease in pulmonary re-
sistance were achieved, which resulted in lowering the
tricuspid pressure gradient to 48 mm Hg. Because of the
high risk of recurrent bleeding in future, instead of oral
anticoagulation, treatment with low-molecular-weight

na niskie stezenie hemoglobiny (7,9 g/dl) przetoczono
2 j. koncentratu krwinek czerwonych bez powiktan,
uzyskujac przejsciowy wzrost stezenia hemoglobiny
do 9,9 g/dl, po ktorym ponownie wystapit spadek do
8,7 g/dl. Trzy dni przed przyjeciem do Kliniki pojawity
sie bdl i obrzek podudzia prawego; w USG zyt konczyn
dolnych uwidoczniono zakrzepice zyty podkolanowej
oraz zyt gtebokich podudzia prawego. W badaniu echo-
kardiograficznym stwierdzono umiarkowang niedomy-
kalnos$¢ mitralna.

Przy przyjeciu do Kliniki pacjent byt w stanie ciez-
kim. W badaniu przedmiotowym stwierdzono blados¢
powtok ciata, obecnos¢ naczyniakéw w obrebie obu
dtoni, stabo rozwinieta tkanke podskérna, nad ptu-
cem lewym szmer oskrzelowy, obecno$¢ tamponady
przedniej nosa (kazda proéba jej usuniecia konczyta sie
nawrotem krwawienia). Pacjent uskarzat sie na bdl
prawego podudzia i lewej potowy klatki piersiowe;j.
W badaniach laboratoryjnych wystepowata umiarko-
wana niedokrwisto$¢ normocytarna (stezenie hemo-
globiny 8,3 g/dl, MCV 85,2 fl), zwiekszone stezenie
fibrynogenu (7,1 g/l, norma: 1,8-3,5 g/l) i dimeru
D (24,0 ug/ml, norma < 0,5). W badaniu USG po
stronie prawej uwidoczniono niepodatne na ucisk
zyty piszczelowe tylne oraz strzatkowe, z obecnym
hiperechogenicznym materiatem zakrzepowym; nie
uwidoczniono opisywanego uprzednio materiatu
zakrzepowego w zyle podkolanowej. W angiografii
tomografii komputerowej (angio-TK) stwierdzono
poszerzenie pnia ptucnego i tetnic ptucnych oraz ce-
chy zatorowosci tetnic segmentalnych ptata gérnego,
$rodkowego oraz dolnego ptuca prawego. W badaniu
echokardiograficznym uwidoczniono powigkszona
komore prawa, powiekszony przedsionek prawy oraz
cechy nadcisnienia w krazeniu ptucnym (maksymalne
ci$nienie skurczowe w tetnicy ptucnej okoto 78 mm
Hg). Na postawie obrazu klinicznego ustalono rozpo-
znanie zakrzepicy zyt gtebokich wikfanej zatorowoscia
ptucng posredniego ryzyka.

Chory byt poczatkowo leczony heparyna niefrak-
cjonowana we wlewie ciagtym pod kontrolg czasu cze-
$ciowej tromboplastyny po aktywaciji (aPTT, activated
partial thromboplastin time). Ze wzgledu na wystepowa-
nie nawrotéw ciezkiego krwawienia po kazdej probie
usuniecia tamponady przedniej (ciagty wlew heparyny)
i niskiego stezenia hemoglobiny (7,9 g/dl), choremu
przetoczono 2 j. koncentratu krwinek czerwonych.
Jednoczesnie z powodu braku mozliwosci leczenia po-
tencjalnie zagrazajacej zyciu zylnej choroby zakrzepowo-
-zatorowej, zdecydowano o podijeciu préby obustronnej
wybidrczej embolizacji tetnic szczekowych i nosowych
odpowiedzialnych za krwawienie.
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Figure |. Diagnostic catheter located in the right external
carotid artery — branches originating from the maxillary artery,
excessively supplying the mucous membrane of the nose,
responsible for bleeding

Rycina I. Cewnik diagnostyczny umieszczony w prawej tetnicy
szyjnej zewnetrznej. Widoczne gatazki odchodzace od tetnicy
szczekowej, nadmiernie unaczyniajace btone $luzowa nosa
i powodujace krwawienie

heparin has been introduced for |2 months. The patient
is being followed up in the outpatient clinic.

Discussion

HHT is an autosomal dominant disease with a preva-
lence of | per 5,000-8,000 persons, and both sexes are
equally affected [2, 4]. There are 2 main types of the
disease. Type | is a consequence of endoglin (ENG)
gene mutation with location on chromosome 9, while
type 2 results from mutation of ALK-I (activin recep-
tor-like kinase I) gene, located on chromosome 12 [6,
7]. Both proteins participate in transforming growth
factor § (TGF-3) signalling and are expressed mainly in
the endothelial cells [8]. Endoglin and ALK-1 regulate
angiogenesis, and mutations of these genes result in the
development of teleangiectasias and AVM. Mutations
specific for type | HHT are related to higher risk of
pulmonary AVM while characteristic for type 2 HHT
— with increased incidence of hepatic AVM [2]. Rarely

Figure 2. First step of the procedure — branches directly
responsible for bleeding were selected supraselectively
and embolization was performed. Lesser vessel network
responsible for bleeding is observed

Rycina 2. Pierwszy etap zabiegu — superselektywnie
wybrano gatazki bezposrednio odpowiedzialne za krwawienie
i wykonano embolizacje. Widoczna mniejsza sie¢ naczyn
odpowiedzialnych za krwawienie

Podczas angiografii uwidoczniono nieco szersza i kre-
ta lewa tetnice szczekowa, z masywnym wynaczynie-
niem zakontraktowanej krwi z gatazki nosowej, podob-
nie wynaczynienie pochodzito z gatazki nosowej prawej
tetnicy szczekowej. Wykonano obustronnie embolizacje
gatezi tetnic szczekowych i nosowych odpowiedzialnych
za krwawienie (ryc. 1-3). Po zabiegu stan ogdlny chorego
ulegt stabilizacji, rozpoczeto leczenie heparyna drobno-
czasteczkowa (nadroparyna, 5700 jm./0,6 ml podskérnie
2 razy na dobe przez 7 dni, nastepnie 5700 jm./0,6 ml raz
na dobe podskoérnie). Uzyskano zmniejszenie dusznosci
oraz zmniejszenie oporu w krazeniu ptucnym, czego
wyrazem byto zmniejszenie gradientu ci$nienia przez
zastawke troéjdzielng do 48 mm Hg. Ze wzgledu na
ryzyko nawrotu krwawienia w przyszfosci zamiast do-
ustnej antykoagulacji zalecono przyjmowanie heparyny
drobnoczasteczkowej w duzej dawce profilaktycznej
przez okres |2 miesiecy. Pacjent pozostaje pod kontrola
przyklinicznej poradni angiologicznej.
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HHT is caused by mutation of Smad4 gene. Morpho-
logically, HHT is characterized by disturbances in the
vessel wall structure, which lead to segmental dilata-
tions of capillaries and venules. Moreover, the altered
vessel wall reveals discontinuity of endothelial cells and
a decreased amount of muscular smooth muscle cells
and elastic fibres, and therefore becomes more prone
to mechanical injury [9]. A classic symptom of HHT
(present in more than 90% of patients) is spontaneous
and recurrent epistaxis caused by teleangiectasias of
the mucous membrane of the nose [2]. Teleangiectasias
may be located at any site; however, they are most of-
ten observed on the lips, tongue, face, and hands [10].
AVMs are located predominantly in the alimentary tract
(44% of cases), lungs (33%), liver (17%), and the central
nervous system (< 159) [ 1 1]. The rarest complication of
AVMs is high-output heart failure [12]. Clinical diagnosis
of HHT is based on Curacao criteria elaborated by the
Scientific Division of the Hereditary Haemorrhagic Tel-
eangiectasia International Foundation (table I). Genetic
tests are available to diagnose the disease; nevertheless,
in patients meeting clinical criteria they are not needed to
establish the diagnosis. Moreover, in |5-20% of familial
HHT, detection of causative mutation fails [13-17].

In the presented case of characteristic family history,
the presence of teleangiectasias on the face, hands, and
the mucous membrane of the oral cavity and the nose
confirmed a diagnosis of HHT. However, the coexistence
of HHT and deep vein thrombosis has been observed
sporadically [18] and presents a serious therapeutic
challenge. Indeed, on the one hand there is an urgency
to stop the bleeding, but on the other hand adminis-
tration of antithrombotic treatment of life-threatening
disease is needed. Unequivocal recommendations in
this issue are unavailable. In the opinion of Shovlin’s et
al. [13] treatment should include therapeutic doses of
heparin and warfarin, and their experience indicates that
anticoagulants are surprisingly well tolerated; however,
patients must be aware that there is a risk of worsen-
ing of bleeding and occurrence of internal bleeding (the
latter was not proven in studies). Recent studies have
confirmed that in patients with HHT and thrombotic
risk factors proper antithrombotic prophylaxis should
be administered (anticoagulants and/or antiplatelet
drugs), particularly in patients hospitalized because of
pulmonary AVM complicated with brain abscess [4]. It
is worth mentioning that the current recommendations
for the prevention of venous thromboembolic disease
advise using intermittent pneumatic compression or
foot impulse technology (FIT) together with graduated
compression stockings in patients with contraindications
to antithrombotic treatment [19].

PO EMIBIZAG

Figure 3. Complete embolization of vessels responsible for
bleeding

Rycina 3. Catkowita embolizacja naczyn odpowiedzialnych
za krwawienie

Dyskusja

Dziedziczna naczyniakowato$¢ krwotoczna jest cho-
roba autosomalnie dominujaca, wystepujaca z czesto-
$cia | na 5000- 8000 oséb, podobnie czesto zaréwno
u kobiet, jak i mezczyzn [2, 4]. Wyrdznia sie dwa gléwne
typy choroby Rendu-Oslera-Webera. Typ | zwiazany jest
z mutacja genu endogliny (ENG) na chromosomie 9,
natomiast w typie 2 dochodzi do mutacji genu ALK-1 (ac-
tivin receptor-like kinase ) na chromosomie 12 [6, 7].
Oba biatka biora udziat w przekazywaniu sygnatu TGF-3
(transforming growth factor beta), a ich ekspresja dotyczy
gtownie komorek $rédbtonka [8]. Endoglina i ALK- | re-
guluja angiogeneze, w wyniku mutacji dochodzi do za-
burzen tego procesu, co skutkuje powstawaniem tele-
angiektazji oraz malformacji tetniczo-zylnych. Mutacje
obecne w typie | HHT s3 zwiazane z wigksza czestoscia
wystepowania ptucnych AVM, natomiast w typie 2 cze-
$ciej obecne s3 watrobowe AVM [2]. Rzadziej choroba
Rendu-Oslera-Webera spowodowana jest mutacja genu
Smad4. Morfologicznie HHT charakteryzuje sie zabu-
rzeniem budowy $ciany naczyniowej, w wyniku ktérego
tworzg si¢ odcinkowe poszerzenia naczyn wiosowatych
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Table 1. Curacao criteria [8, 7]
Tabela I. Kryteria Curagao [8, 17]

|. Epistaxis — spontaneous, recurrent nosebleeds
. Krwawienia z nosa — samoistne, nawracajace

2. Teleangiectasias — multiple lesions at characteristic sites (lips, oral cavity, finders, nose)
2. Liczne teleangiektazje skorno-sluzéwkowe w charakterystycznych miejscach: wargi, jama ustna, palce rak, nos
3

. Visceral lesions — i.e. gastrointestinal teleangiectasias (with or without bleeding), pulmonary AVM, hepatic AVM, cerebral AVM,

spinal AVYM

3. Zmiany trzewne, tj. teleangiektazje w przewodzie pokarmowym (z krawieniem lub bez), ptucne AVM, watrobowe AVM,

mozgowe AVM, rdzeniowe AVM
Family history — a first degree relative with HHT

Bl

Diagnosis: /Rozpoznanie:

Dodatni wywiad rodzinny — krewny w pierwszej linii z rozpoznaniem HHT

— confirmed: at least 3 criteria met/pewne: spefnione co najmniej 3 kryteria

— probable: 2 criteria met/ prawdopodobne: spetnione 2 kryteria

— unlikely: only | criterion met/ mafo prawdopodobne: spetnione tylko | kryterium

In the presented case the decision of invasive treat-
ment of epistaxis (bilateral selective embolization of
maxillary and nasal arteries) was made due to a lack
of improvement after conservative treatment and the
necessity for anticoagulation for several months. This
helped to improve the patient’s general condition and
enabled treatment with low-molecular heparin, even in
therapeutic doses.
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chaniczne [9]. Klasycznym objawem HHT (wystepuja-
cym u ponad 90% chorych) s3 samoistne i nawracajace
krwawienia z nosa, spowodowane teleangiektazjami
w obrebie naczyn btony $luzowej jamy nosowej [2].
Teleangiektazje moga wystepowa¢ w kazdym miejscu
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potwierdzenia rozpoznania. Ponadto w okoto 15-20%
rodzinnego wystepowania HHT nie udaje sie wykry¢
mutacji genetycznych [13-17].
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i btony sluzowej nosa oraz nawracajace krwawienia.
Wspotwystepowanie HHT i zakrzepicy zyt gtebokich jest
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wazny problem terapeutyczny. Z jednej strony bowiem
niezbedne jest zahamowanie krwawienn w przebiegu
HHT, z drugiej — istnieje konieczno$¢ wprowadzenia
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leczenia przeciwkrzepliwego ze wzgledu na zagrazajaca
zyciu chorobe. Nie ma jednoznacznych standardéw po-
stepowania w takiej sytuacji. Wedtug Shovlin i wsp. [13]
leczenie obejmuije terapeutyczng dawke heparyny i war-
faryny, a z jej doswiadczen wynika, ze antykoagulanty s3
zaskakujaco dobrze tolerowane przez pacjentéw, cho-
ciaz musza oni by¢ $wiadomi, ze krwawienia z nosa moga
krwawien wewnetrznych. Wyniki ostatnich badan pod-
kreslaja, ze u chorych z czynnikami ryzyka zakrzepicy
nalezy prowadzi¢ petna profilaktyke przeciwzakrzepowa
(antykoagulanty i/lub leki przeciwptytkowe), szczegdlnie
w przypadku hospitalizacji z powodu ptucnych malfor-
magcji tetniczo-zylnych wiktanych ropniem mézgu [4].
Warto wspomnieg, ze obecne wytyczne dotyczace pro-
filaktyki zylnej choroby zakrzepowo-zatorowej w razie
przeciwwskazan do stosowania lekéw przeciwzakrze-
powych zalecaja stosowanie przerywanego ucisku pneu-
matycznego (PUP) lub technologii impulséw stép (FIT,
foot impulse technology) w potaczeniu z ponczochami
o stopniowanym ucisku [19].

W przedstawionym przypadku zdecydowano sie na
inwazyjng metode leczenia krwawien z nosa (obustronna
selektywna embolizacja tetnic szczekowych i nosowych),
poniewaz nie uzyskano poprawy po leczeniu zachowaw-
czym, a konieczne byfo co najmniej kilkumiesigczne lecze-
nie przeciwkrzepliwe. W ten sposéb uzyskano poprawe
stanu klinicznego i mozliwe bylo zastosowanie heparyny
drobnoczasteczkowej w dawce terapeutycznej.
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