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RESUMEN

Introduccion y objetivos: El secuestro pulmonar es una malformacién congénita poco frecuente, caracte-
rizada por un segmento anormal de tejido broncopulmonar irrigado por una arteria aberrante de origen
sistémico, proveniente en la mayoria de los casos de la aorta descendente y menos cominmente del tronco
celiaco. Queremos mostrar nuestra experiencia en el manejo quirtdrgico de un paciente con secuestro pul-
monar intralobar con suplencia arterial proveniente del tronco celiaco, junto a una revisién narrativa de
la literatura.
Resultado: Presentamos un paciente de 24 afios, sin antecedentes de importancia, con cuadro de una
semana de evolucidn de sintomas respiratorios bajos, dolor pleuritico en el hemitérax izquierdo y fie-
bre subjetiva. Se inicia tratamiento antibi6tico empirico por sospecha de neumonia por hallazgos en
la radiografia de térax, sin embargo, por un empeoramiento del cuadro clinico se realiza TAC de térax
contrastada que muestra neumonia necrosante de l6bulo inferior izquierdo. La reconstruccién tridimen-
sional evidencia vasculatura supernumeraria proveniente del tronco celiaco que confluye a I6bulo inferior
izquierdo. Cirugia de Térax realiza toracotomia posterolateral izquierda con hallazgos que se correlacio-
nan con imagenes diagndsticas. El procedimiento no presenté complicacionesy el seguimiento de 3 meses
postoperatorio evidencia funcién pulmonar normal sin complicaciones.
Conclusiones: El secuestro pulmonar es una malformacién congénita poco frecuente, con una clinica ines-
pecifica, que debe sospecharse ante la presencia de neumonias recurrentes que no responden al manejo
antibidtico habitual. La conducta quirdrgica es la mas utilizada, sin embargo, se debe individualizar el
caso para favorecer los resultados.
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Pulmonary sequestration with aberrant supply form celiac trunk: Case report

ABSTRACT

Introduction and objective: Pulmonary sequestration is a rare congenital malformation, characterised by
an abnormal segment of bronchopulmonary tissue irrigated by an aberrant artery of systemic origin.
In most cases it originates from the descending aorta and less commonly, from the coeliac trunk. A
presentation is made of personal experience in the surgical management of a patient with intralobar
pulmonary sequestration with arterial supply from the coeliac trunk, including a narrative review of the
literature.

Results: The case is presented on a 24-year-old patient, with no relevant clinical history, with a history
of low respiratory symptoms, pleuritic pain in left hemithorax and subjective fever of one week onset.
Empirical antibiotic treatment is initiated due to suspicion of pneumonia and due to chest radiography
findings. Owing to a worsening of the clinical state, it was decided to perform a chest CT scan with contrast,
which showed necrotising pneumonia of the left lower lobe. Three-dimensional reconstruction shows
supernumerary vasculature coming from the coeliac trunk that converges to the lower left lobe. The
Thoracic Surgery Department performed a left posterolateral thoracotomy, with findings that correlate
with diagnostic images. The procedure had no complications. The follow-up 3 months after surgery
showed evidence of normal lung function without complications.
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Conclusions: Pulmonary sequestration is a rare congenital malformation, with a non-specific clinical
symptoms, and should be suspected in the presence of recurrent pneumonia that does not respond to
usual antibiotic management. The surgical approach is the most used, however, the patient must be
selected in order to have a favourable outcome.

© 2019 Sociedad Espariola de Cirugia Toracica-Cardiovascular. Published by Elsevier Espaia, S.L.U. This is
an open access article under the CC BY-NC-ND license (http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.

0/).

Introduccion

El secuestro pulmonar (SP) es una malformacion congénita poco
frecuente, caracterizada por un segmento anormal de tejido bron-
copulmonar irrigado por una arteria aberrante de origen sistémico,
proveniente en la mayoria de los casos de la aorta descendente y,
menos cominmente, del tronco celiaco.

A pesar de ser una dolencia infrecuente con una clinica inespe-
cifica, el cirujano debe sospecharla ante la presencia de neumonias
recurrentes, dado que a pesar de ser inocua en algunos casos, en el
momento del diagnéstico puede estar comprometida seriamente
la vida del paciente.

Queremos mostrar nuestra experiencia en el manejo quirtrgico
de un paciente con SP intralobar con suplencia arterial proveniente
del tronco celiaco, junto a una revision narrativa de la literatura.

Caso clinico

Presentamos el caso de un paciente de 24 afos de edad, sin
antecedentes de importancia, quien ingresa a urgencias por cua-
dro de una semana de evolucién de sintomas respiratorios bajos,
dolor pleuritico en el hemitérax izquierdo y fiebre subjetiva. Se
inicia tratamiento antibiético empirico por sospecha de neumonia
debido alos hallazgos en laradiografia de térax; sin embargo, por un
empeoramiento del cuadro clinico, se realiza tomografia axial com-
putarizada (TAC) de térax contrastada que muestra una neumonia
necrosante del 16bulo inferior izquierdo. Se realizé reconstruccién
tridimensional, evidenciandose vasculatura supernumeraria pro-
veniente del tronco celiaco que confluye a 16bulo inferior izquierdo,
como se observa en la imagen 1. Cirugia de Térax realiza toraco-
tomia posterolateral izquierda con hallazgos que se correlacionan
con imagenes diagnésticas (imagen 2), resultando en lobectomia
(imagen 3), procedimiento sin complicaciones, con un seguimiento
de 4 meses postoperatorio con evidencia de funcién pulmonar nor-
mal, sin complicaciones.

Discusion

El SP o broncopulmonar es una malformacién congénita rara,
que corresponde aproximadamente a entre un 1y un 6% de las
anormalidades congénitas y puede llegar a ser indetectable en el
periodo prenatal, incluso en la nifiez' 2. La SP no tiene un sexo pre-
dilecto de aparicién, aunque algunos estudios han mostrado una
relacion hombre:mujer de 1,5:1%3.

El término SP fue utilizado por primera vez en el argot médico
por Pryce en 1964 . E1 SP resulta de un tejido pulmonar anormal, no
funcionante, sin conexién con el arbol traqueobronquial, asociado a
irrigacién arterial anémala proveniente de la circulacion sistémica
que suele ser largo, irregular, con aterosclerosis prematura y suele
provenir de la aorta tordcica descendente, atravesando el ligamento
pulmonar inferior ipsilateral’-2.

Existen 2 tipos: secuestro intralobar (SIL), el cual es el mas
comun, con aproximadamente el 75% de los casos, como lo evi-
denciamos en nuestro paciente, donde la lesién nace de la capa
de la pleura que rodea la porcién del pulmén, y el secuestro

Imagen 1. Reconstruccién 3D que hace referencia a la salida del vaso arterial
aberrante proveniente del tronco celiaco.

Imagen 2. Vaso arterial proveniente de tronco celiaco.
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Imagen 3. Lobectomia, pieza quirdrgica (secuestro pulmonar).

extrapulmonar (SEL), que tiene su propio recubrimiento pleural
y mantiene una anatomia completamente separada del tronco
broncopulmonar!2.

En los SIL el defecto es debido a una yema pulmonar que tiene
vasculatura aberrante que inicia su desarrollo antes de la formacién
pleural, por eso el pulmén normal y el secuestrado estan cubiertos
por la misma pleura. En las SEL el desarrollo de la yema es posterior
al desarrollo de la pleura, por lo que tiene distinto recubrimiento
pleural?.

El diagndstico del SP suele ser un reto debido a la heterogenei-
dad de los sintomas, razén por la cual la edad de diagnéstico de esta
enfermedad puede ser tan variada como muestran Wey Y junto a
Li F, quienes encontraron un rango de edad de diagnéstico entre un
mesy 77 afios*; sin embargo, mas de la mitad de los casos de SIL son
diagnosticados después de los 20 afios. En el presente caso, nues-
tro paciente tenia 24 afios en el momento del ingreso; asi mismo,
el diagnéstico después de los 40 afios es raro y se ha identificado
un maximo de 7 afios entre la instauraciéon de los sintomas y el
diagnéstico®~. En el caso de nuestro paciente la instauracién rapida
de complicaciones permiti6 una alta sospecha.

El SIL se caracteriza por neumonias bacterianas recurrentes del
l6bulo comprometido durante la adolescencia y la adultez, aun-
que el sintoma principal es la tos o la expectoracién (76%), la
fiebre (38%), la hemoptisis (27%) y el dolor en el pecho (11%), entre
otros'3, clinica evidenciada por nuestro paciente. Por otra parte,
pueden presentar hemotérax y falla cardiaca debida al shunt que
genera la lesion. Solo el 15% de los pacientes con SIL viven asinto-
maticos y son diagnosticados incidentalmente?.

Pacientes con SEL pueden estar asintomaticos durante toda la
vida y ser diagnosticados incidentalmente debido a la ausencia de
cuadros infecciosos, pues no existe ninguna conexion con el arbol
traqueobronquial’-2. Sin embargo, este tipo de secuestro es mas
facil de diagnosticar por ultrasonido o resonancia magnética (RM)
en periodo prenatal o neonatal. La aparicién en este tipo de SP se da
de4:103:1enseriesdereportes antenatales, asi como se haeviden-
ciado su aparicién en el hemitérax izquierdo en dos tercios de los
casos reportados?. E1 SEL, ademas, puede ser dificil de diferenciar de
tumores retroperitoneales, por lo cual requiere mas pruebas como
catecolaminas, cortisol, aldosterona y marcadores tumorales®.

La ultrasonografia es un método no invasivo, seguro y ttil en la
edad prenatal y posnatal, pero es muy inespecifico en la etapa ante-
natal y neonatal; ademas, tiene un valor limitado en los adultos, por
lo cual se suele usar TAC o RM. En el caso de nuestro paciente, ante
la ausencia de sospecha no se realizé ningtin estudio perinatal®.

Los hallazgos imagenoldgicos asociados al cuadro clinico del
paciente son claves para el diagnéstico del SP, sin embargo, varian
entre el SILy el SEL. La radiografia de térax tiene 3 hallazgos tipicos:
1) nédulo solitario o masa; 2) lesién quistica o multiquistica, y 3)

Imagen4. Reconstruccién 3D donde se identifican estructuras vasculares que hacen
parte de la anatomia normal como anormal, con referencia al vaso arterial aberrante
proveniente del tronco celiaco para el secuestro pulmonar intralobar.

consolidacién, como en este caso, aunque también puede pasar que
la inica manifestacion radiol6gica sea una figura tubular opaca que
muestra una arteria aberrante. Aproximadamente en el 26% de los
casos de SIL se observan niveles hidroaéreos causados por la fistula
bronquial. El nivel hidroaéreo muestra inflamacién crénica, pero no
necesariamente infeccion activa?.

En la TAC el SIL se caracteriza por masas en espacio pulmo-
nar (49%), consolidacién con o sin quiste (28%), bronquiectasias y
lesiones cavitarias (11%) o lesiones neuménicas, lo cual dificulta el
diagnéstico, requiriendo en estos casos, como en nuestro paciente,
apoyo de otro métodos imagenolégicos>. La hiperlucidez puede ser
observada en el secuestro intralobar debido a la entrada de aire
proveniente del pulmén normal, quedando atrapada alli'. La masa
observada es bien definida de forma piramidal, oval o redondeada
en el espacio pleural cerca del espacio posteromedial del diafragma
ipsilateral. No tan frecuentemente puede estar fuera del espacio
pleural, en el mediastino incrustado en el diafragma o en el abdo-
men superior o el retroperitoneo?. En general, laTACy laRM suelen
ser suficientes para demostrar la existencia de una suplencia arte-
rial externa, por lo cual no es necesario realizar una angiografiaZ. A
pesar de esto, se recomienda estudio que evidencie claramente la
topografia, para lo cual la sustraccién por angiografia digital puede
resultar muy Gtil o, como en el caso de nuestro paciente, reconstruc-
ciones 3D que permiten evidenciar adecuadamente la anatomia,
como se ve en las figuras 1 y 4; asi como en el aortograma reali-
zado que se ve en la imagen 5. Asi mismo, el Doppler color puede
evidenciar la suplencia arterial del SP que se encuentre cerca del
diafragma o el higado?°.

La localizaciéon del SP puede variar entre el I6bulo inferior
izquierdo (71%), el 16bulo inferior derecho (25%), el 16bulo supe-
rior izquierdo (1%) y por debajo del 1% podemos encontrar casos en
la lingula y el I6bulo medio derecho5.

La suplencia arterial en el SP proviene en el 74% de los casos
de una tnica arteria supernumeraria proveniente de la aorta tora-
cica, con un didmetro aproximado de 6,3 mm'?2, aunque en la SIL
se han encontrado miiltiples arterias suplementarias?. En el estu-
dio realizado por Wei y Li se encontré que de los 2.625 pacientes
reportados, la suplencia arterial del SP provenia principalmente de
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ARTERIA NUTRICIA SECUESTRO PULMONAR

ARTERIA ESPLENICA
TRONCO CELIACO

ARTERIA HEPATICA

Imagen 5. Aortograma donde se identifica la arteria aberrante proveniente del
tronco celiaco, para el secuestro pulmonar intralobar.

la arteria toracica con un 76,55% de prevalencia, seguida por la aorta
abdominal, con un 18%, la arteria intercostal, con un 1,99%, la dia-
fragmatica, con un 1,55%, y del arco adrtico, con un 0,44%. En un
volumen menor encontraron reportes de casos provenientes de la
arteria subclavia (solo 6 casos), de la pulmonar (5 casos), asi como
de la arteria gastrica izquierda (4 casos), con 2 casos de la coronaria
y tan solo uno con suplencia proveniente del tronco celiaco, lo cual
hace extremadamente raros los hallazgos en nuestro paciente?.

Los drenajes venosos del SP en el 90% de los casos van al sistema
venoso pulmonar, especialmente los SIL, drenaje a la vena acigos
en el 4%, a la vena hemiacigos en el 3% o a la vena cava inferior>.

El SP esta frecuentemente asociado a otras enfermedades que
incluyen defectos cardiacos, hipoplasia pulmonar, duplicaciones
cisticas del intestino anterior, anomalias vertebrales o diafragmati-
cas como hernia diafragmatica congénita, eventracion o paralisis®”.
En estudios de extension de nuestro paciente no se identificé nin-
guna otra anormalidad asociada.

A pesar de encontrarse multiples LIS por ecografia prenatal,
hay quienes afirman que esta entidad puede no ser congénita,
sino adquirida tras multiples cuadros de neumonia, en especial
las infecciones lobares bajas o la inflamacién crénica (tipicamente

Tabla 1
Diagndsticos diferenciales segiin hallazgos imagenolégicos

bronquiectasias), que pueden resultar en una enfermedad quistica
del pulmén acompafada de una proliferacién de arterias sistémicas
(neovascularizacién) que entran al pulmoén a través del ligamento
pulmonar o a través de la pleura®. Estas anastomosis arteriales
sistémico-pulmonares transpleurales se han visto en pacientes con
fibrosis quistica, neumonia crénica o tuberculosis, y estan asocia-
das a fibrosis pleural y disminucion del flujo arterial sanguineo; sin
embargo, las adquiridas presentan una conexioén intacta con el arbol
bronquial, asi como una neovasculatura delgada, irregular y mar-
cadamente diferente a la encontrada en las congénitas, estos son
los llamados pseudosecuestros. Debido a la existencia de maltiples
enfermedades que mimetizan el SP, la claridad de los hallazgos ima-
genoldgicos pueden diferenciarlo de dolencias con caracteristicas
similares, como se puede ver en la tabla 1 2.

El tratamiento predilecto del SP es quirtrgico: lobectomia
(imagen 2) por toracotomia abierta o toracoscépica videoasistida
cuando el paciente es asintomatico®”, aunque en estos pacientes
continda debatiéndose el manejo, sobre todo en SEL asintomaticos
donde los hallazgos son incidentales, poniendo en debate el reque-
rimiento de un procedimiento quirtrgico debido a que es probable
que el paciente contintie asintomatico por el resto de su vida. En
estos pacientes se recomienda monitorizar porTACoRMcada5010
afios. En pacientes con SIL sintomaticos se prefiere el manejo qui-
rargico; en un estudio realizado por Alsumrain y Ryu se demostré
una disminucién en la sintomatologia. Asi mismo el SIL asinto-
matico suele tratarse con una lobectomia parcial o completa para
evitar el alto riesgo de infecciones o hemoptisis!-2, sin embargo, la
decision de un manejo quirdrgico debe incluir la valoracién de las
manifestaciones clinicas del SP, el riesgo de complicaciones pos-
quirtrgicas, las comorbilidades y las preferencias individuales del
paciente!?.

Los métodos menos invasivos han ido disminuyendo las com-
plicaciones quirtdrgicas que se presentan en el 28% de los pacientes,
entre las cuales encontramos fistula broncopulmonar con escape de
aire, hemoptisis, empiema y arritmia; asi mismo, la embolizacién
percutanea de la suplencia arterial del secuestro ha sido realizada
para prevenir el desarrollo de complicaciones hemorragicas y para
tratamiento definitivo, con diferentes tasas de resultado segtn el
autor*>19, Sin embargo, por ahora son tecnologias con las que no
contamos en nuestro centro de atencion.

Alsumrain y Ryu identificaron que la principal causa de manejo
quirtargico fueron las infecciones respiratorias, como en el caso de
nuestro paciente, en quien se encontraba comprometido su estado
de salud, logrando disminuir las infecciones y la hemoptisis media
posquirtrgical’.

Conclusiones

El SP es una malformacién congénita poco frecuente, con una
clinica inespecifica, que debe sospecharse ante la presencia de neu-
monias recurrentes que no responden al tratamiento antibiético

Sin suplencia arterial sistémica

Con suplencia arterial sistémica

Adquiridos

Congénitos

Tumores primarios
Tumores metastdsicos
Lesiones congénitas
Infecciones

crénica:
Infeccién

Hipertrofia de arterias sistémicas (arterias
bronquiales) en respuesta a inflamacién

Arterias anémalas aberrantes secuestrantes
Sindrome de pulmén hipogénico
Suplencia aislada de tejido pulmonar normal

Obstruccién de arteria pulmonar
Tromboembolismo pulmonar crénico

Arteritis de Takayasu

Fuente: Alsumrain y Ryu', Walker et al. y Wei y Li®.
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habitual. La conducta quirdrgica es la mas utilizada, sin embargo,
se debe individualizar para favorecer un 6ptimo resultado.

Consentimiento informado

Los autores declaran que disponen del consentimiento infor-
mado del paciente para la publicacién de las imagenes clinicas en
este articulo y que han preservado sus datos personales, siguiendo
los protocolos de la institucion.

Conflicto de intereses
Los autores declaran no tener ningiin conflicto de intereses.
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