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Resumen

El secuestro pulmonar es una enfermedad congénita infrecuente caracteri-
zada por la presencia de una porcion de parénquima pulmonar que recibe
vascularizacion independiente de la circulacion sistémica. Se presentan tres
casos de secuestro pulmonar intralobares, de presentacién tardia, uno de
ellos asociado a una malformacién adenomatosa quistica y en los cuales
el manejo se completd por videotoracoscopia: dos de ellos con lobectomia
total y uno con lobectomia sublobar. Se trata de una enfermedad de presen-
tacion clinica variable y cuyo tratamiento es, en la mayoria de los casos, qui-
rdrgico, requiriéndose usualmente resecciones lobares, las cuales pueden
llevarse a cabo de manera eficaz y segura por videotoracoscopia.

Palabras clave: Secuestro broncopulmonar; Cirugia toracica video-asistida
(VATS); Lesiones quisticas del pulmon; Lesiones congénitas del pulmon.

Abstract

Pulmonary sequestration is an infrequent congenital disease characteri-
zed by the presence of a portion of pulmonary parenchyma that receives
vascularization independent of the systemic circulation. We present three
cases of intralobar pulmonary sequestration of late presentation, one of
them associated with a cystic adenomatous malformation and in which
the management was completed by videothoracoscopy: two of them with
total lobectomy and the other with sublobar lobectomy. It is a disease of
variable clinical presentation and whose treatment is, in most cases, sur-
gical, usually requiring lobar resections, which can be carried out effecti-
vely and safely by video-assisted thoracoscopy.

Keywords: Bronchopulmonary sequestration; Video-assisted thoracic
surgery (VATS); Cystic lung lesions; Congenital lung lesions.

Introduccion

El secuestro pulmonar es una enfermedad poco frecuente caracterizada por
la presencia de parénguima pulmonar no funcional con circulacion arterial
aberrante; usualmente es asintomatica en la infancia, pero en la adultez suele
manifestarse como infecciones respiratorias frecuentes (1). En este articulo se
reportan tres casos de secuestro pulmonar de presentacion tardia, se realiza
un analisis de los casos y una revisién de la literatura disponible hasta la fecha.
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El secuestro pulmonar

es una enfermedad poco
frecuente caracterizada por
la presencia de parénguima
pulmonar no funcional con
circulacién arterial aberran-
te; usualmente es asintoma-
tica en la infancia, pero en la
adultez suele manifestarse
como infecciones respirato-
rias frecuentes.

Caso 1

Paciente femenina de 65 anos quien fue valorada por el servicio de cirugia de torax
por un hallazgo incidental de una lesién en pulmon izquierdo y observada en una to-
mografia de térax que se realizé por un traumatismo toracico previo. No tenia ante-
cedentes patoldgicos o toxicos de importancia, estaba completamente asintomatica
y al examen fisico no presentaba hallazgos patoldgicos.

En la tomografia de térax se observaba, en el lébulo inferior izquierdo, una cavidad
aérea de paredes calcificadas con niveles hidroaéreos en su interior, siendo suges-
tivo de una lesién cicatricial antigua. Ante los hallazgos poco sugestivos de maligni-
dad se decide solicitar nueva tomografia de control en un ano, en el que persiste la
lesién cavitada en lébulo inferior izquierdo, con bordes calcificados, con aparicion de
una lesion de densidad de tejidos blandos en su interior (figura 1).

Figura 1. TC Térax que evidencia caverna de paredes gruesas
y calcificadas, con lesién sélida en su interior

Ante estos hallazgos se completan estudios para descartar malignidad. La fibrobron-
coscopia con lavado bronco-alveolar fue negativa para malignidad o infecciones. El
PET CT evidencidé una lesién cavitada en lébulo inferior izquierdo sin aumento anormal
del metabolismo (figura 2).

La espirometria era normal (VEF1: 111 % - 2,3 |; CVF: 113 % - 3,1 1) y la capacidad de
difusién pulmonar (DLCO, por sus siglas en inglés) era de 102 %. Dada la normalidad de
los exdmenes complementarios se define, inicialmente, seguimiento imagenoldgico de
la lesién. En una tomografia de control persistia la caverna calcificada en lébulo inferior
izquierdo con lesion nodular en su interior que evidenciaba crecimiento respecto a ima-
genes previas.

Debido al crecimiento de la lesion y la ausencia de captacidon en el PET se decide
llevar a staff interdisciplinario con neumologia, infectologia y cirugia de térax y se
lleva a cirugia para realizar biopsia por congelacién y proceder segun hallazgos.
Se realizd entonces video-toracoscopia izquierda en la que se encontré una lesion
nodular dura en el l6bulo inferior izquierdo y un vaso aberrante arterial procedente
de la aorta toracica hacia el l6bulo inferior, configurandose asi el diagndstico de
secuestro pulmonar intralobar. Se procedié al manejo quirtrgico del mismo, reali-
zando ligadura del vaso arterial aberrante y posterior lobectomia inferior izquierda
por videotoracoscopia (figura 3).
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La paciente fue dada de alta al cuarto dia postquirurgico, sin complicaciones. El resul-
tado definitivo de patologia fue reportado como secuestro pulmonar en presencia de
una malformacién adenomatoide quistica concomitante, sin evidencia de malignidad.

Figura 2. PET TC que evidencia la lesién pulmonar en el
l6bulo inferior izquierdo sin aumento del metabolismo

Figura3.Hallazgosquirurgicosdelavideotoracoscopia:AyBpasodeendograpadora
mecanica a través del vaso aberrante. C: munén del vaso seccionado

Caso 2

Paciente femenina de 75 anos y valorada por el servicio de cirugia de térax por un
nddulo pulmonar asociado a disnea de moderados esfuerzos y pérdida de peso de
10 kg en un ano. La tomografia de térax evidenciaba, a nivel de mediastino posterior
y en relacién con el ligamento pulmonar inferior derecho y el lébulo inferior dere-
cho, un nédulo de 23 mm de diametro, de bordes bien delimitados, sin adenopatias
concomitantes.

Se completaron los estudios para descartar neoplasia pulmonar y lesion esofagica.
EL PET CT mostraba una lesion sin aumento anormal del metabolismo, localizada en
6bulo inferior derecho, que media 28 x 18 x 18 mm, sin otros hallazgos anormales.
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La paciente fue llevada a
videotoracoscopia derecha,

la que ratifica la presencia

de un vaso arterial sistémico
aberrante, procedente del
abdomeny una lesion pul-
monar bien delimitada en el
segmento posterior del l6bulo
inferior derecho.

La fibrobroncoscopia fue normal, con citologia negativa para malignidad del lavado
broncoalveolar. La biopsia percutdnea guiada por tomografia no fue concluyente. La
endoscopia digestiva superior y esofagograma descartaron enfermedad esofdgica.

Desde el momento de consulta inicial hasta completar los exdmenes ordenados
trascurrio un ano, por lo que se realizé control tomografico de la lesidn y en el que
se evidencié aumento del tamano de la lesidn, que media ahora 50 x 22 x 34 mm, y
se evidenciaba un vaso sistémico procedente del tronco celiaco, estableciéndose el
diagndstico de un posible secuestro pulmonar.

La paciente fue llevada a videotoracoscopia derecha, la que ratifica la presencia de
un vaso arterial sistémico aberrante, procedente del abdomen y una lesion pulmo-
nar bien delimitada en el segmento posterior del l6bulo inferior derecho, que estaba
en contacto con dicho vaso arterial. Se procede entonces a ligadura del vaso arterial
con sutura mecanica y posterior segmentectomia no anatémica del segmento pos-
terior del lébulo inferior derecho (figura 4).

El informe de patologia reportd hallazgos compatibles con secuestro pulmonar in-
tralobar, sin malignidad y adenopatias negativas para malignidad. Los seguimientos
clinicos e imaginoldgicos posteriores fueron normales.

Figura 4. Hallazgos intraoperatorios de un vaso aberrante en relacion
con la lesién pulmonar. Ay B. Visualizacién del vaso aberrante. C. Vaso
aberrante que llega a la lesion pulmonar. D. Mundén del vaso aberrante

Caso 3
Paciente masculino de 25 anos quien fue valorado por el servicio de cirugia de térax
por un cuadro de neumonias a repeticion y sospecha de secuestro pulmonar.

En la tomografia de térax se observo una consolidacion de todo el lébulo inferior iz-
quierdo con broncograma aéreo, ademas de un vaso arterial aberrante que emerge
de la aorta toracica hacia el l6bulo inferior izquierdo, confirmandose la sospecha
diagnostica de secuestro pulmonar (figuras 5y 6).
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El secuestro pulmonar es
una enfermedad congénita
del tracto respiratorio, poco
frecuente, representando

el 0,15 % a 6,4 % de todas

las alteraciones congénitas
pulmonares. Se caracteriza
por un parénguima pulmonar
desconectado de la via aérea
principal y que recibe vascu-
larizacion de un vaso arterial
sistémico, usualmente prove-
niente de la aorta abdominal
o toracica.

Figura 5. Tomografia de térax que evidencia una consolidacion de todo el
l6bulo inferior izquierdo

Figura 6. Reconstruccién del angioTC que evidencia un vaso aberrante
proveniente de la aorta toracica

El paciente fue llevado a cirugia para una reseccion por videotoracoscopia, con la
que se evidencié un lobulo pulmonar hepatizado, irrigado por un gran vaso arterial,
proveniente de la aorta toracica, lograndose completar la lobectomia inferior iz-
guierda por videotoracoscopia, previa ligadura del vaso aberrante.

El resultado definitivo de patologia informd una neumonia con abscedacion, necrosis
y areas en organizacién en presencia de un secuestro pulmonar. El paciente continda
en seguimiento ambulatorio y sin complicaciones a la fecha.

Discusion

El secuestro pulmonar es una enfermedad congénita del tracto respiratorio, poco
frecuente, representando el 0,15 % a 6,4 % de todas las alteraciones congénitas
pulmonares (1,2). Se caracteriza por un parénquima pulmonar desconectado de la
via aérea principal y que recibe vascularizacion de un vaso arterial sistémico, usual-
mente proveniente de la aorta abdominal o toracica (3), aunque también puede ori-
ginarse de otras estructuras vasculares, como las arterias mamarias, intercostales,
tronco celiaco o los vasos subclavios. Puede acompanarse de otras alteraciones to-
racicas como el sindrome de la cimitarra, malformaciones adenomatoides quisticas,
enfisema lobar, entre otras (4,5). Fue descrita por primera vez en 1877 por Hubery
nombrada como tal en 1946 por Pryce (6).

Este autor clasifico la enfermedad en secuestro pulmonar intralobar, cuando la alte-
racion pulmonar se encuentra dentro de uno de los lébulos del pulmén, usualmente
el inferior, estando recubierto por la misma pleura del lébulo. Representa el 85 %
de los casos (7). El secuestro extralobar representa el restante 15 % y consiste en
una alteracién independiente del lébulo, con un recubrimiento pleural propio. En
ambos casos el retorno venoso suele ser normal a la auricula izquierda, aunque en
ocasiones, en el secuestro pulmonar extralobar este puede ser directamente a la
circulacion sistémica (8).
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La presentacidn clinica
depende del tipo de secues-
tro y la edad del paciente. El
tratamiento varia de acuerdo
con los sintomas vy la edad
del diagndstico.

El secuestro intralobar se ubica en el pulmodn izquierdo en el 75 % de los casos,
siendo en el l6bulo inferior afectado en el 90 % de los casos. El compromiso bilateral
es muy raro (9).
La presentacion clinica depende del tipo de secuestro y la edad del paciente. Un
numero significativo de los casos se diagnostican in Utero como hallazgo ecografico,
no siendo infrecuente la regresion espontanea de los mismos y siendo rara la pre-
sentacion como hidrops fetal.

En la etapa neonatal y en la infancia los secuestros pulmonares, principalmente los
extralobares, suelen ser en su mayoria asintomaticos, diagnosticandose de manera
incidental (8). Cuando el secuestro se acompana de malformaciones adenomatosas,
se puede evidenciar un crecimiento de la lesion durante la infancia (10,11). Por su
parte, en el secuestro intralobar, al estar comunicado marginalmente con el arbol
bronquial, los alveolos pueden insuflarse parcialmente y ser asiento de infecciones
respiratorias frecuentes, haciendo que su diagnéstico sea mas temprano. Otros sin-
tomas menos frecuentes son la hemoptisis, el dolor toracico y la falla cardiaca (12).
En la edad adulta suelen ser mas sintomaticos, presentandose principalmente como
neumonias recurrentes del mismo lébulo o disnea progresiva.

El secuestro pulmonar intralobar es generalmente diagnosticado antes de los 20
anos en el b0 a 60 % de los casos y es rara vez identificado en mayores de 40 anos;
contrario a lo que sucede con el secuestro extralobar, por ser asintomatico y diag-
nosticarse de manera tardia e incidental. El diagndstico prenatal se hace por medio
de ecografia entre las 18 y 19 semanas de gestacion (13) y en la mayoria de los
casos suele involucionar espontaneamente (12).

Luego del nacimiento, el diagndstico se realiza mediante imagenes que muestran
las alteraciones del parénguima pulmonar sumadas a la demostracién del vaso abe-
rrante (14,15). La radiografia de térax suele mostrar opacidades en el sitio compro-
metido (16); la tomografia de térax suele poner de manifiesto el area del secuestro (17)
y el angioTAC permite identificar las aberrancias vasculares en el 80 % de los casos,
convirtiéndose en el estudio de primera linea para el diagndstico (18). La ecografia
doppler a color suele ser un examen complementario y Util en la demostracién del
vaso aberrante (19). La resonancia nuclear magnética suele aportar poca informacion
adicional sobre el angioTAC (20).

A pesar del buen rendimiento diagnostico de los estudios imaginologicos disponibles
y el conocimiento mas profundo de esta enfermedad, se calcula que el 30-35 % de los
casos se diagnostican en el acto quirlrgico, sin que las ayudas diagndsticas muestren
evidencia previa (21).

El tratamiento varia de acuerdo con los sintomas vy la edad del diagnostico: durante la
vida fetal el manejo activo suele estar indicado en los casos mas severos que se acom-
panan de derrames masivos e hidrops fetal (22,23). Después del nacimiento la cirugia
estd indicada en los pacientes con disnea, infecciones recurrentes o hemoptisis (15).

Es motivo de debate el manejo quirurgico en los pacientes asintomaticos, debido al
potencial de regresion de estas lesiones, sumado al riesgo quirdrgico agregado que
pudiera superar el beneficio (24). Por otro lado, el riesgo de sobreinfeccién por pato-
genos oportunistas, la hemoptisis y la formacion de comunicaciones arterio-venosas
gue llevan a falla cardiaca, son una clara indicacion de realizar un manejo quirurgico.
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La videotoracoscopia ha
demostrado ser seguray
efectiva en las reseccio-

nes pulmonares por otras
indicaciones, mostrando un
claro beneficio en cuanto a
la estancia hospitalaria, dias
de toracostomia cerraday
menor morbilidad, por lo que
podria extrapolarse su uso
a la reseccion pulmonar por
secuestro.

La asociacién de tejidos aberrantes con cancer, aunque raro, es real y también una
indicacion mas para apoyar el manejo quirdrgico de estos pacientes (25).

El manejo quirdrgico de eleccion es la reseccion del parénquima secuestrado (26).
En los casos de secuestro extralobar basta con la reseccién del area comprometida,
sin necesidad de resecar parénquima pulmonar sano; mientras que en los casos
de secuestro intralobar es necesario realizar lobectomias totales o segmentecto-
mias amplias, ligando todos los vasos aberrantes, permaneciendo como reseccion
de eleccidn la lobectomia (27).

La embolizacién preoperatoria del vaso aberrante, descrita inicialmente por Lee et al.
(28), es una conducta que puede usarse y permite realizar mas facilmente la reseccién
quirurgica, con menores tasas de sangrado y complicaciones y menor extraccién del
parénquima. Se han publicado reportes de regresiones completas de un secuestro
pulmonar luego de la embolizacion del vaso aberrante, sin necesidad de ser llevados
a cirugia, planteandose como una opcion en pacientes con alto riesgo operatorio o
gue no deseen ser sometidos a un procedimiento quirdrgico (29).

Actualmente, la embolizacion es usada en los casos en los que el secuestro es grande
0 se encuentra en contacto intimo con estructuras vasculares mayores que aumentan
el riesgo quirurgico y en los neonatos, ofreciendo una alternativa terapéutica menos
invasiva sobre todo para la poblacion pediatrica (30).

La videotoracoscopia ha demostrado ser segura y efectiva en las resecciones pul-
monares por otras indicaciones, siendo ampliamente soportado su uso, especial-
mente en las resecciones oncoldgicas, mostrando un claro beneficio en cuanto a la
estancia hospitalaria, dias de toracostomia cerrada y menor morbilidad, alcanzando
un beneficio oncolégico, igual a la cirugia abierta convencional, por lo que podria
extrapolarse su uso a la reseccion pulmonar por secuestro, dada la baja frecuencia
de casos de secuestro y carencia de datos en la literatura (31).

Conclusion

El secuestro pulmonar es una enfermedad congénita poco frecuente; suele manifes-
tarse entre la segunda y tercera década de la vida con infecciones respiratorias de
repeticion y asociarse a otras malformaciones congénitas pulmonares. El método
de eleccioén para su diagnostico es la angiotomografia de térax y el tratamiento en
los pacientes adultos, aunque discutido y con poca evidencia en la literatura, sigue
siendo el manejo quirdrgico, principalmente las resecciones anatémicas como la
lobectomia. La videotoracoscopia es una via de abordaje ampliamente utilizada en
la cirugia de térax en las resecciones oncolégicas, la cual es igualmente segura y
efectiva para el manejo del secuestro pulmonar.
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