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RESUMEN

En este articulo se presenta el caso de un lactante menor de 2 meses de edad que
PaLaBrAS cLAVE (DeCS) 3 jos 15 dias de nacido presenté estridor y dificultad respiratoria, por lo que fue llevado
BrOHCO?OHStriCCién a una clinica de primer nivel, donde se le realizé una radiografia de térax en la cual se
Bronquios _ documentd la presencia de una hiperinflacion del campo pulmonar derecho. Se le realizé una
Tomografia computarizada g b coscopia optica, de resultado normal, y una gammagrafia de ventilacién/perfusion
que mostré una hipoplasia pulmonar derecha. Fue manejado con oxigeno suplementario y
terapias respiratorias sin mejoria clinica, motivo por el cual fue trasladado a otra institucién
para un manejo especializado. Con el fin de obtener un mapa vascular prequirurgico,
se realizé una angiografia pulmonar por tomografia, unas reconstrucciones con minima
intensidad de proyeccion y una broncoscopia virtual multicorte. Con todo ello se documenté

por rayos X

Key worps (MeSH)

B h tricti . . . . .
Bronc;cons riction una estenosis del bronquio fuente derecho, producida por un repliegue de la pared bronquial
roncni , , . . .z . P
Tomography, X-ray y con efecto de valvula, que producia una hiperinsuflacién secundaria del pulmén derecho.
compute’d Estos hallazgos fueron confirmados en la cirugia correctiva. Este es un caso de gran interés

porque, a pesar de lo inusual de la patologia y la edad del paciente, fue posible establecer un
diagnostico certero mediante el uso de la TAC multidetector que permitio utilizar herramientas
de reconstruccion tridimensional y navegacion endoluminal, como la broncoscopia virtual.

SUMMARY

This article reports the case of a lactating infant, 2 months old, who 15 days after birth
presented gasping and respiratory difficulty. For this reason, he was taken to a first-degree
clinic, where a thorax radiography was performed. This thorax radiography documented the
presence of a hyper-inflation of the right lung. An optic fiber bronchoscopy was performed,
with normal results, and a ventilation/perfusion scan which reported a hypoplasia of the right
lung. It was treated with complementary oxygen and respiratory therapies without any clinical
improvement. Therefore, the patient was sent to a different institution for more specialized
Médico residente de  treatment. A pulmonary angiography through a tomography, a minimum projection intensity
Radiologia, Fundacion Valle  rgconstruction, and a multi-slice virtual bronchoscopy were performed in order to obtain a pre-

del Lili-Universidad CES, Cali, . . . .
colombia.  Surgical vascular map. This process showed a stenosis of the right source bronchus, caused
“Médico radidlogo, Fundacien DY @ fold of the bronchial wall with a valve effect, causing a secondary hyperinsuflation of the
Valle del Lili-Universidad CES,  right lung. These findings were confirmed in the corrective surgery. We consider this case
Call, Colombia. - agnecially interesting because, in spite of the unusual pathology and the age of the patient,
Un;"xa‘jglfggg’g:/?ﬂgg: it was possible to establish a correct diagnosis through the use of the multi detector CAT
Fundacién Valle del Lili, Cali, ~ Scan, enabling us to use the reconstructive three-dimensional tools, as well as endoluminal

Colombia.  navigation such as virtual bronchoscopy.

3972



Introduccién

El desarrollo y crecimiento de la via aérea comienza en la cuarta
semana de gestacion y contintia hasta los 2 afios de edad. Este desarrollo
se puede definir en cinco fases secuenciales: fase embrionaria, en la
que se forman las yemas pulmonares y el septo traqueoesofagico; fase
pseudoglandular, en la cual se forman los bronquios; fase canalicular,
en la cual se organiza la red capilar y acinos; fase sacular, encargada de
formar los septos alveolares e intersticio, y por tltimo, la fase alveolar,
en la cual se terminan de madurar los alveolos primitivos (1,2). Una
alteracion en cualquiera de estas fases lleva a la aparicion de anomalias
congénitas pulmonares (2).

La estenosis bronquial se produce especificamente por una altera-
cion en la fase pseudoglandular y generalmente se acompaiia de otras
malformaciones congénitas, ya sean cardiacas, esofagicas y del esque-
leto; sin embargo, también puede encontrarse de manera aislada (3).

En la actualidad, la incidencia anual estimada de malformaciones
pulmonares congénitas es de 30 a 42 casos por 100.000 personas. Las
mas frecuentes son la traqueobroncomalacia, las malformaciones con-
génitas pulmonares de la via aérea (antes denominadas malformaciones
adenomatoideas quisticas), el enfisema lobar congénito, el secuestro
pulmonar, el sindrome de cimitarra, la atresia bronquial, el bronquio
traqueal, los quistes broncogénicos y la estenosis traqueobronquial (4).

La estenosis traqueobronquial congénita se define como una dis-
minucion fija en el calibre de la traquea o de un bronquio debido a una
alteracion en la etapa fetal, cuya incidencia es desconocida (5). Los
sitios de mayor compromiso son principalmente la traquea en su tercio
inferior o los bronquios principales, que pueden ser producidos por cau-
sas extrinsecas o intrinsecas. E1 50% de las estenosis traqueobronquiales
son focales; el 30%, difusas, y el 20%, en forma de embudo (1,5).

En un estudio desarrollado en el 2007 por Heyer y colaboradores
se demostrd que las causas extrinsecas mas frecuentes de estenosis
traqueobronquial son las malformaciones vasculares, dentro de las
cuales las mas frecuentes son un tronco braquiocefalico inmediata-
mente anterior a la traquea, doble arco adrtico, anillo vascular y arteria
subclavia derecha aberrante. La causa intrinseca mas frecuente fue la
traqueobroncomalacia (6).

En este articulo se informan las caracteristicas histopatologicas,
imaginologicas y quirtrgicas de un caso de estenosis intrinseca del
bronquio derecho secundario a un repliegue cartilaginoso que estrecha-
ba la luz del bronquio principal, produciendo un fendmeno de valvula
con atrapamiento de aire distal. El caso adquiere interés debido a lo
infrecuente de la patologia y al papel fundamental desempefiado por
la radiologia en el diagnostico no invasivo del paciente.

Presentacion de un caso

El paciente es un lactante menor gemelar de 2 meses de edad
sin antecedentes prenatales de importancia. Ingreso6 al servicio de
urgencias de nuestra institucion proveniente de otro centro por un
cuadro clinico de un mes y medio de evolucion consistente en estridor
y disnea. En ese centro se practicaron varios examenes, entre ellos una
radiografia de torax, que demostré una hiperinsuflacion del campo
pulmonar derecho sin otros hallazgos; una fibrobroncoscopia optica
(FBO), la cual fue interpretada como normal, y una gammagrafia de
ventilacion/perfusion que informo una hipoplasia pulmonar derecha,
por lo cual se establecid un plan terapéutico inicial basado en lobec-
tomia pulmonar ipsilateral.
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Debido al deterioro clinico, el paciente fue remitido a nuestra
institucion, donde se decidié complementar el diagnostico con la
practica de una nueva radiografia de térax que confirmo la hiperinsu-
flacion pulmonar derecha con desviacion del cardiomediastino hacia
la izquierda (figura 1), sin masas o lesiones hiliares. Basados en estos
hallazgos, se recomendo la aplicacion de TAC multicorte con recons-
trucciones multiplanares en fase angiografica pulmonar para evaluar
un posible anillo vascular, y una broncoscopia virtual para descartar
lesion intrinseca de la via aérea.

Este examen mostrd una asimetria en el volumen de ambos campos
pulmonares por hiperinsuflaciéon del pulmén derecho secundario a una
estenosis bronquial derecha significativa, condicionada por un repliegue
de tejidos blandos localizado en el sitio de origen de este bronquio,
con efecto de valvula asociado (figura 2). No se identificaron causas
extrinsecas que explicaran la estenosis, y el parénquima pulmonar no
mostrd formaciones quisticas ni alteraciones en las estructuras vascula-
res pulmonares o sistémicas. No habia signos de hipoplasia pulmonar.

El paciente fue llevado a cirugia con el diagndstico imaginologico
de una estenosis intrinseca proximal del bronquio fuente derecho, en
la que se confirmé un repliegue dependiente de la pared posterior de
este bronquio que fue resecado, con anastomosis bronquial término-
terminal. La histopatologia confirm6 un tejido cartilaginoso como
causa de la estenosis bronquial. El paciente egreso de la institucion
con una mejoria completa de sus sintomas y persistio asintomatico en
sus controles posteriores.

Discusion

La radiografia convencional desempeiia un papel en la deteccion
imaginoldgica inicial en pacientes con sospecha clinica de anomalias
pulmonares congénitas. Sin embargo, en recientes afios hay un aumento
en el uso de la tomografia computarizada (TAC), pues no solo permite
confirmar el diagnostico, sino, a su vez, caracterizar el tipo de anomalia,

planear la correccidn quirtrgica en casos en los que se necesite y valorar
las anomalias vasculares asociadas (4,7).

Figura 1. RX de torax ap. Aumento de la radiolucidez y del volumen del hemitorax derecho
con desplazamiento del cardiomediastino hacia el lado contralateral, sin lesiones hiliares.
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Figura 2. TAC de torax, corte a nivel de carina. Se identifica estenosis de casi toda la
luz del bronquio principal derecho producida por un repliegue anterior originado de
la pared bronquial (flecha negra). No se observan causas extrinsecas de la estenosis.
Medio de contraste no diluido en la vena dcigos (cabeza de flecha).

Figura 4. Broncoscopia virtual (BV) en el tercio distal de la traquea. Inmediatamente
luego de la carina (C) se observa la estenosis del bronquio derecho (flecha negra). El
bronquio izquierdo (flecha blanca) no muestra alteraciones.

Recientemente, con el desarrollo y la amplia disponibilidad de
la TAC multidetector, esta modalidad ha asumido un mayor papel
en la evaluacion no invasiva de las anomalias congénitas pulmona-
res, gracias a la combinacion de la alta velocidad de adquisicion,
alta resolucion espacial, mejor calidad de reconstruccion multiplanar
(MPR), reconstrucciones en tres dimensiones (3D) y capacidad de
practicar broncoscopia virtual (BV) (7).

La fibrobroncoscopia optica (FBO) es la mejor modalidad para
la evaluacion de lesiones endoluminales y de la mucosa de las vias
respiratorias (8). La FBO generalmente aporta una triple funcion. En
primer lugar, provee una guia exploratoria que permite la visualiza-
cion anatdmica y funcional de la via aérea con la opcion de practicar
diagnosticos mediante la toma de muestras de tejido, la aplicacion de
lavado broncoalveolar y la valoracién dindmica en inspiracion-espira-
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Figura 3. Reconstruccion multiplanar coronal en ventana de pulmon. Hay disminucion
en el calibre del bronquio principal derecho (flecha) con efecto de valvula que condiciona
un aumento en el volumen del pulmon derecho comparado con el contralateral.

Figura 5. Broncoscopia virtual (BV) en el bronquio fuente derecho. Importante
disminucion de la luz bronquial (LB) por un repliegue (R) de morfologia en espiral en
la pared bronquial anterior que produce efecto de valvula .

cion de la via aérea; esta ultima funcion fue determinante en la causa
de falsos negativos informados en la TAC multidetector con BV, que
terminaron en traqueobroncomalacia, segun el estudio hecho por Heyer
y colaboradores (6). Adicionalmente, el procedimiento permite hacer
intervenciones terapéuticas, por medio de la aspiracion de secreciones
y cuerpos extrafios.

En los pacientes con sospecha de una malformacion pulmonar
congénita, la FBO es una prueba util y puede llevar a un diagnos-
tico definitivo. Sin embargo, es frecuente que se requieran pruebas
complementarias, tal como lo demostré un estudio reciente hecho
por Wang y colaboradores, donde la FBO mostrd una sensibilidad
del 50% en pacientes con atresia traqueobronquial, que requirié en
todos los casos estudios complementarios, como el CT de torax, para
su diagnostico (9).
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La FBO tiene limitaciones importantes, debido a que no es posible
valorar estructuras por fuera de la pared bronquial, como los ganglios
linfaticos mediastinales o las estructuras vasculares, y frecuentemente
proporciona poca informacion sobre la magnitud del compromiso
extraluminal o sobre las caracteristicas de la via aérea distal en una
estenosis de alto grado bronquial (8). En vista de estas limitaciones,
los dos examenes pueden ser complementarios; esta afirmacion puede
considerarse teniendo en cuenta la alta sensibilidad (87%), especifi-
cidad (86%) y valor predictivo positivo (97%) de la TAC multidector
con BV (5).

La BV se puede practicar cuando la FBO esta contraindicada o
cuando sea riesgosa, como en los casos de estrechez grave de las vias
respiratorias, permitiendo una evaluacion no invasiva intraluminal del
arbol traqueobronquial y proporcionando informacion sobre el compro-
miso extraluminal (5). Es dificil explicar los resultados equivocos de la
FBO inicial; sin embargo, las causas mas frecuentes de estos resultados
son la poca experiencia de este procedimiento en la poblacion pediatrica.

En nuestra institucion, a pesar de tener una amplia experiencia en
esta poblacion, no se practicd la FBO debido a los hallazgos contun-
dentes del TAC multidector con BV, que permiti6 dar un diagnéstico
rapido y certero debido a su gran resolucion espacial, con técnicas de
reconstruccion multiplanar y de navegacion endolumninal, ademas de
permitir una adecuada planeacion prequirurgica en un caso de estenosis
bronquial congénita.

Conclusion

Los pacientes con sospecha de malformaciones traqueobronquiales
o pulmonares pueden beneficiarse de la tomografia multicorte con
reconstrucciones endoluminales del arbol traqueobronquial (bron-
coscopia virtual), como herramienta no invasiva que complemente
los hallazgos obtenidos con una fibrobroncoscopia optica. Este caso
ilustra como el método imaginologico pudo orientar el diagndstico
de una estenosis bronquial congénita en un lactante con un pulmoén
hiperinsuflado y estridor.

Rev. Colomb. Radiol. 2014; 25(2): 3972-5
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