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ABSTRACT

Transcatheter embolization device as a promising option in the treatment of pulmonary
sequestration. Case reports

Introduction: Pulmonary sequestration (PS) has been treated for many years with conventional surgical re-
moval of the ectopic lung tissue and ligation of aberrant vessels that arise from the aorta. There is evidence,
especially in English-language literature that supports the use of transcatheter arterial embolization through a
device for occlusion of the anomalous vessel, as a safe option and definitive treatment for intralobar PS. Ob-
jective: To show our experience pioneering the technique of PS treatment through transcatheter embolization.
Case report: The case reports of two teenagers aged 13 and 14 and a 26-day-old newborn that developed
intralobar PS are described. The diagnosis was made through computerized axial tomography (CT scan) and
successfully and without complication, during early and long term follow-up, treated by arterial embolization
transcatheter. Conclusion: The use of transcatheter arterial embolization is a less invasive and definitive
treatment for patients with PS.

(Key words: Pulmonary sequestration, aberrant vessel, transcatheter therapy, intravascular embolization de-
vice).
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RESUMEN

Introduccion: El secuestro pulmonar (SP) ha sido tratado por muchos afios con cirugia convencional efec-
tuando remocion del tejido pulmonar ectopico y ligadura de los vasos sanguineos aberrantes que nacen desde
la aorta. Existe evidencia establecida, especialmente en literatura de habla inglesa que apoya el uso de la
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embolizacion arterial transcatéter mediante dispositivo para ocluir el vaso anémalo, como una opcion de tra-
tamiento seguro y definitivo para el SP intralobar. Objetivo: Mostrar nuestra experiencia pionera de la técnica
de tratamiento del SP por medio de embolizacion transcatéter. Caso clinico: Presentamos los casos clinicos
de dos adolescentes, de 13 y 14 afios y de un recién nacido de 26 dias de vida, portadores de SP intralobar,
cuyos diagnodsticos se realizaron a través de Tomografia Axial Computarizada (TAC) con contraste, tratados
mediante embolizacion arterial transcatéter, con buen resultado y sin complicaciones en el seguimiento precoz
y tardio. Conclusién: Con este tratamiento se logra en los pacientes afectados de SP resultados definitivos,

menos invasivos y sin complicaciones al seguimento.

(Palabras clave: Secuestro pulmonar, vaso aberrante, tratamiento transcatéter, embolizacion con dispositivo

intravascular).
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Introduccion

El secuestro pulmonar (SP) es un desorden
genético que afecta al 0,15-1,7% de la pobla-
cion, habitualmente durante la nifiez!?. Se defi-
ne como una masa quistica de tejido pulmonar
ectopico no funcionante sin comunicacion con
la via aérea, irrigado por un vaso sanguineo
aberrante sistémico. Se clasifica anatomica-
mente en intralobar donde la masa se encuen-
tra dentro del 16bulo pulmonar normal y carece
de pleura propia y extralobar, cuando la lesion
se ubica fuera del pulmoén normal y tiene su
propia pleura visceral. Los intralobares corres-
ponden a mas del 90% de los SP; 60% de estos
se encuentran en los segmentos posterobasales
del 16bulo inferior izquierdo®. Aproximada-
mente 98% ocurren en los lobulos inferiores
mientras que la afectacion bilateral es rara. Los
SP extralobares ocurren en el lado izquierdo en
95% de los casos; de éstos, 75% se encuentran
entre el hemidiafragma izquierdo y el lobulo
inferior izquierdo®>.

Los pacientes pueden permanecer asinto-
maticos durante afios, realizandose el diagnos-
tico como un hallazgo a través de una radio-
grafia de térax. Cuando presentan sintomas,
son inespecificos e incluyen dolor toracico,
hemoptisis, disnea e infecciones pulmonares
recurrentes, entre otros. El tratamiento con-
vencional es quirurgico, realizando remocion
del tejido y ligadura de los vasos sanguineos
aberrantes>®. Existe evidencia establecida, es-
pecialmente en la literatura pediatrica en los
ultimos afios, que apoya el uso de la emboliza-
cion arterial transcatéter mediante dispositivos
intravasculares (coil, tapones, etc.), como un
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tratamiento, menos invasivo, seguro y de buen
prondstico para el SP intralobar'.

El objetivo de este reporte es mostrar nues-
tra experiencia pionera de la técnica de embo-
lizacion transcatéter, ya que no existen publi-
caciones a nivel nacional del tratamiento per-
cutaneo del SP.

Caso 1

Adolescente de 14 afios de sexo femenino
con historia de cuadros respiratorios recurren-
tes desde los 6 afios de edad caracterizados por
tos, broncorrea y sibilancias: en control en el
policlinico de broncopulmonar, con los diag-
noésticos de dafio pulmonar crénico secundario
a neumonia asociada a ventilacion mecénica
durante el curso de una hemorragia cerebral
interventricular en el periodo neonatal. No se
cuenta con mas antecedentes de dicho episodio.

Dentro del estudio etiologico de los cuadros
respiratorios recurrentes destacaba espirome-
tria, electrolitos del sudor e inmunoglobulinas,
los cuales resultaron normales. La Tomografia
Axial Computada (TAC) pulmonar sin con-
traste mostro la presencia de bronquiectasias.
Por la persistencia de sintomatologia se realizo
nueva TAC con contraste que mostro extensas
bronquiectasias en la base del hemitorax dere-
cho, e imagenes sugerentes de SP del segmen-
to postero basal derecho (figura 1). También
fue evaluada con ecocardiograma que resultd
normal, se realiz6 un estudio angiografico para
confirmar el diagnéstico y para eventual em-
bolizacion del SP.

Bajo sedacion y anestesia local, se catete-
riz6 arteria femoral derecha con introductor
6 French. Se efectu6 angiografia en aorta as-
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cendente y descendente con catéter pig-tail 6
French, que mostr6, a 2 cm sobre arteria renal,
un vaso de diametro maximo de 4 mm que as-
cendia en direccion al diafragma derecho. Este
se canalizo con un catéter multiproposito de 4
French y se efectud angiografia selectiva mos-
trando una red capilar arteriovenosa que dre-
naba en vena pulmonar derecha inferior y ésta
en auricula izquierda. Se realiz6é embolizacion
del vaso andmalo con dispositivo de liberacion
controlado coil (Cook®) 5SPDAS5 ocluyendo el
vaso en zona previa al nacimiento de la red ca-
pilar luego de comprobado que el dispositivo
estaba estable se efectiia su liberacion. A los
10 min post liberacion se realizoé una aortogra-

Figura 1. TAC pulmonar donde se visualiza imagen de con-
solidacion intrapulmonar bien demarcada compatible con
secuestro pulmonar intralobar.

fia apreciandose la ausencia de flujo al vaso
anomalo.

La paciente fue dada de alta al dia siguiente
previo control con radiografia toracoabdomi-
nal que mostré dispositivo en sede (figura 2).
Fue controlada a la semana, al mes, a los 6 me-
ses, al afio y dos afos post procedimiento en
el policlinico de broncopulmonar y cardiologia
infantil encontrandose en 6ptimas condiciones
y asintomatica.

Caso 2

Escolar de 13 afios, sexo masculino en con-
troles en el policlinico de broncopulmonar,
con antecedentes de cuadros bronquiales obs-
tructivos frecuentes e infecciones respiratorias
recurrentes, con buena respuesta a tratamiento
convencional.

Por referir dolor toracico se efectué un TAC
de torax que pesquis6 una imagen en el lobulo
superior derecho compatible con SP intralobar.
Fue evaluado con electrocardiograma y eco-
cardiograma resultando normales. Se realizo
estudio hemodinamico para lo cual se uso se-
dacion y anestesia local con lidocaina, se cate-
terizo la arteria femoral derecha con introductor
5 French. Se efectud una aortografia toracica
con catéter Pig Tail 5 French donde se pesquiso,
anivel de la aorta toracica, un vaso aberrante de
gran calibre que nacia de ésta y se dirigia al 16-
bulo superior del pulmén derecho con diametro
minimo 2 mm y maximo 6 mm (figura 3).

Posteriormente, con catéter multipropésito
5 French se canaliz6 el vaso y posteriormen-
te se procedid al cambio de introductor N° 6
French y por medio de un catéter multipropo-
sito se ubico una guia de intercambio a distal

Figura 2. Radiografia toraco-abdomi-
nal donde se aprecia dispositivo coil
(CookR) en sede (flecha).
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Figura 3 a y b. Aortografia a
nivel toracico, la fecha indica
un vaso andémalo de gran ta-
mafio naciendo desde la aorta.
En la figura 3b se observa ca-
téter multipropdsito canulan-
do dicho vaso y el medio de
contraste muestra red capilar
arteriovenosa en parénquima
pulmonar del 16bulo superior
derecho.

Figura 3 c y d. En la figura 3c
y 3d se observa radiografia de
torax en plano posteroanterior
y lateral donde la flecha indica
el dispositvo AVP II (Amplat-

de vasos que nutrian el secuestro por el cual se
introdujo catéter largo de 6 French y por medio
de este se implant6 un dispositivo AVP Il (Am-
platzer?) de dimensiones 4/6 mm, posterior a
su ubicacion y comprobando su estabilidad se
procedid a su liberacion, obteniendo oclusion
total del vaso a la angiografia de control.

El paciente fue dado de alta al dia siguiente
sin complicaciones y fue controlado con radio-
grafia de térax en la que se evidenci6 disposi-
tivo in situ y campos pulmonares libres. Fue
controlado a la semana, mes, a los 6 meses,
al afio y a los dos afios, encontrandose en to-
dos sus controles asintomatico y en excelentes
condiciones.

Caso 3

Recién nacido de 26 dias de vida, sexo
masculino que debutd con insuficiencia renal
aguda e insuficiencia cardiaca de causa no pre-
cisada siendo manejado en Unidad de Cuida-
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zer®) en sede.

dos Intensivos (UCI) con ventilacion mecani-
ca, diuréticos y drogas vasoactivas, con pobre
respuesta al tratamiento. Entre los examenes
solicitados se efectué un TAC Pulmonar con
contraste que mostro un gran vaso que nacia de
la aorta abdominal alta y se dirigia a la base del
pulmon izquierdo planteandose el diagndstico
de SP (figura 4). Fue evaluado por cardiologo,
descartandose una cardiopatia congénita. De-
bido a las condiciones criticas del paciente se
planifico el estudio hemodinamico y eventual
embolizacion del vaso anomalo.

Bajo anestesia general se efectud estudio
hemodinamico, usando arteria femoral derecha
con introductor 4 French se realiz6é una aorto-
grafia toracica con catéter Pig Tail 4 French
que mostrd a nivel de aorta abdominal un vaso
aberrante que nacia bajo el diafragma y que se
dirigia al 16bulo inferior del pulmoén izquierdo
con diametro méaximo de 4 mm. Posteriormen-
te con catéter multiproposito 4 French se cana-
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Figura 4. Imagen de reconstruccion tridimensional de An-
gi0TAC donde se observa un gran vaso anémalo de diametro
maximo de 4 mm (flecha) que nace en aorta abdominal y se
dirige al pulmon izquierdo para formar una red de capilares
arteriovenosos en el parénquima pulmonar.

liz6 el vaso y se embolizo6 con dispositivo coil
5PDAS5 (Cook®) luego de comprobar su esta-
bilidad se procedid a su liberacion, obtenien-
do oclusion total del vaso a la angiografia de
control después de diez minutos post implante.
Procedimiento sin complicaciones.

Se controld con radiografia de térax y eco-
cardiograma previo al alta evidenciando dis-
positivo in situ en la placa de toérax, campos
pulmonares libres y cardiomegalia en franca re-
gresion y mejora de la funcion cardiaca. Al dia
siguiente del procedimiento se logro retirar del
ventilador mecanico y a las 72 h se suspendio
el tratamiento de drogas vasoactivas, evolucio-
nando satisfactoriamente y siendo derivado a su
hospital de origen. Fue controlado a la semana,
mes, a los 6 meses, al afio y a los 2 afios post
intervencion encontrandose en todos sus con-
troles asintomatico y en buenas condiciones.

En dos de los pacientes se realiz6 ademas
TAC de control que mostré regresion de la le-
sion.

Discusion

El SP puede definirse como un segmento
de pulmoén con tejido ectdpico no funcionante,
donde no se identifica comunicacion con el ar-
bol bronquial y esta irrigado por una o mas ar-
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terias sistémicas. Si bien la mayoria de los se-
cuestros no se comunican con las vias aéreas,
ello no siempre es asi. Hay dos formas de se-
cuestro pulmonar: intrapulmonar o intralobar
y extralobar o extrapulmonar, aunque pueden
coexistir simultaneamente. Siendo el intralo-
bar el mas frecuente y el que presentaron nues-
tros pacientes. Esta patologia representa 0,15-
1,7% de todas las malformaciones pulmonares
congénitas'-.

La teoria de Holder y Langston establece
que el secuestro intralobar es una malforma-
cion adenomatoidea congénita, o pulmon nor-
mal con una suplencia arterial aberrante que
generalmente nace de la aorta. Con el tiempo,
los episodios recurrentes de inflamacion, pue-
den destruir la conexion traqueobronquial, y
ocasionar la pérdida del recubrimiento celular
original de la lesion. El SP se produce desde
el momento en que el tejido pluripotencial del
boton pulmonar adicional migra en direccion
caudal con el pulmoén que se esta desarrollando
normalmente. Este recibe la irrigaciéon sangui-
nea de los vasos que provienen de la aorta, que
irrigan al intestino primitivo. Durante el pe-
riodo del desarrollo embrionario temprano, el
boton pulmonar accesorio forma el secuestro
dentro del tejido pulmonar normal encerrado
en la misma pleura, constituyendo la variante
intrapulmonar. En el periodo de desarrollo em-
brionario tardio, se desarrolla el botén pulmo-
nar accesorio, dando lugar a la variante extra-
pulmonar de SP. La mayor parte de los casos
se presenta de forma unilateral®?, siendo rara
la presentacion bilateral. Nuestros pacientes
tenian SP intralobar unilateral, dos afectaban
el pulmoén derecho y uno el izquierdo.

Para realizar el diagndstico de SP la técnica
de eleccion es TAC pulmonar y la angiogra-
fia por TAC que demuestra irrigacion arterial
sistémica desde la aorta*’. También la Reso-
nancia Magnética Nuclear (RMN) es de gran
utilidad®, no obstante, en nuestro medio se en-
cuentra limitada por la falta de equipos y su
alto costo. El diagnostico antenatal se puede
realizar con ultrasonido y también se ha repor-
tado el uso de RMN fetal.

El SP puede llevar a hipertension pulmonar,
insuficiencia cardiaca congestiva por el shunt
de izquierda a derecha, como uno de nuestros
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casos, que presento insuficiencia cardiaca con-
gestiva severa, que se complico con insuficien-
cia renal y respiratoria*°. En el paciente re-
cién nacido, la sola oclusion del vaso anomalo
permitié compensar la falla cardiaca y lograr
retirar de ventilacion mecanica.

El tratamiento, tanto en pacientes sintoma-
ticos y asintomaticos, solia ser quirargico, para
la extirpacion del tejido no funcionante ya sea
intralobar o extralobar. Este tratamiento, que
generalmente se realiza por medio de una tora-
cotomia, tiene como complicaciones la ruptura
de vaso sistémico, hemorragia, infecciones,
dolor y cicatriz de la zona del abordaje qui-
rargico, que puede llevar deformidad musculo
esquelética, asimetria del torax, escoliosis’.

La embolizacion transcatéter ha sido usado
como un tratamiento alternativo a la cirugia,
con las ventajas de reducir el tiempo de hos-
pitalizacion, no deja cicatriz, es menos invali-
dante y disminuye el riesgo de hemorragia®'!.
Ademas, en nifios mayores y adultos se puede
efectuar sin anestesia general, tan s6lo utilizan-
do anestesia local y sedacion como se efectud
en nuestros dos primeros pacientes. Es un po-
sible tratamiento Unico y curativo asi como se
realizé en nuestra serie, logrando una mejoria
de su sintomatologia en el seguimiento precoz
y tardio, con regresion de la lesion en los TAC
de control. Para esta técnica las complicaciones
reportadas incluyen dolor, fiebre, derrame pleu-
ral, isquemia transitoria de las extremidades in-
feriores, y, no se ha reportado letalidad y una
baja morbilidad®. No presentandose ninguna de
estas complicaciones en nuestros pacientes. El
tratamiento percutaneo es también menos inva-
lidante, no deja cicatriz y permite un alta pre-
coz al domicilio del paciente siendo esto ultimo
muy valorado por la familia y el paciente.

Conclusiones

Existe una creciente evidencia que apoya el
tratamiento con embolizacion transcatéter del
vaso arterial anomalo que nutre al SP, como
una opcion segura y efectiva para tratar los se-
cuestros pulmonares, en pacientes pediatricos.
Nuestros casos se suman al pequefio pero cre-
ciente numero de reportes que apoya un posi-
ble papel de esta terapia como una opcion de
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tratamiento definitivo en los nifios afectados de
SP. La técnica parece ser bien tolerada y puede
ayudar a evitar la morbilidad asociada con la
reparacion quirtrgica abierta. Esperamos que
en tiempos no muy lejanos la evidencia tenga
la fuerza suficiente para que esta terapéutica
sea de primera eleccion en el tratamiento de
esta patologia.
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