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Embolizacion endovascular en el tratamiento
del secuestro pulmonar intralobar
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RESUMEN

Introduccion. El tratamiento de eleccién de los secuestros intra-
lobares (SI) es la lobectomia pulmonar. La mayoria de complicaciones
se asocian a la vascularizacién sistémica pulmonar anémala. La em-
bolizacién de las arterias sistémicas se presenta como una alternativa
terapéutica, que incluso constituye la primera linea de tratamiento en
algunos centros. Resumimos nuestra experiencia al aplicar esta técnica
en casos seleccionados.

Material y métodos. Estudio retrospectivo de los casos con SI
tratados en nuestro centro mediante embolizacion entre 2013 y 2014,
centrado en las indicaciones, resultados, complicaciones y seguimiento.
Siendo la lobectomia la primera linea de tratamiento la embolizacion se
reservo para casos seleccionados: bilaterales, con el objetivo de preser-
var parénquima pulmonar o ante el rechazo familiar a la intervencién
quirdrgica.

Resultados. Se trataron tres pacientes de 12, 14 y 21 meses. Dos
presentaban un SI unilateral, uno en I6bulo inferior izquierdo (LII) y
otro en el 16bulo inferior derecho (LID); el tercero lesiones bilaterales
(un SIen LID y un complejo MAQ-secuestro en LII). Se embolizaron
las cuatro lesiones por puncién de arteria femoral derecha. El caso
con lesiones bilaterales fue intervenido a los 7 meses tras la embo-
lizacién, realizdndose una lobectomia toracoscépica del complejo
MAQ-secuestro, hallando adherencias al diafragma. Ninguno presen-
t6 complicaciones inmediatas y fueron dados de alta a las 48 horas.
En los controles realizados con ecografia y radiografias simples, con
seguimientos de 31,47 y 56 meses, no se han observado complicaciones
clinicas ni radioldgicas.

Conclusiones. La embolizacion de los vasos sistémicos es una
opcién en el tratamiento del SI que permite evitar una cirugia, conser-
var parénquima pulmonar y no impide la exéresis quirtrgica en caso
de fallo del tratamiento o lesioén parenquimatosa. Es preciso un mayor
seguimiento para determinar la efectividad a largo plazo.
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ENDOVASCULAR EMBOLIZATION IN THE TREATMENT OF THE
PULMONARY INTRALOBAR SEQUESTRATION

ABSTRACT

Introduction. Up to date the classical therapeutic approach for
intralobar sequestrations (IS) has been surgical excision. However,
systemic arteries embolization is presented as an alternative, and even
constitutes the first line of treatment in some centers. We summarize our
experience in selected cases with the aim of preserving the maximum
lung parenchyma.

Material and methods. Retrospective study of IS who underwent
endovascular embolization at our institution between 2013 and 2014.

Results. Three patients of 12, 14 and 21 months old were treated.
Two patients had unilateral IS, one in the left lower lobe (LLL) and the
other in the right lower lobe (RLL); the third one had bilateral lesions
(a CAM-S complex in the RLL and a IS in the LII). The embolization
of the four lesions was performed via right femoral artery. The case
with bilateral lesions underwent thoracoscopic lobectomy of the CAM-
S 7 months after embolization, finding adherences to the diaphragm.
None of the patients had immediate complications and were discharged
within 48 hours after embolization. In successive ultrasound and plain
radiographs controls, with a follow-up of 6, 18 and 30 months, no com-
plications were found.

Conclusions. Systemic vessels embolization is a treatment option
for the treatment of IS that avoids surgery, preserves lung parenchyma
and does not preclude surgical resection in case of treatment failure
or presence of parenchymal lesions. Longer follow-up is needed to
determine long-term effectiveness.

KEY Worbs: Bronchopulmonary sequestration; Intralobar sequestra-
tion; Endovascular procedure; Interventional radiology.

INTRODUCCION

Los secuestros pulmonares representan del 0,15 al 6,4% de
todas las malformaciones pulmonares(!-7, cifra probablemente
superior debido a la existencia de casos asintométicos y no
diagnosticados prenatalmente. Estas malformaciones se com-
ponen de tejido pulmonar no funcionante, sin conexién con
el drbol bronquial y con vascularizacion arterial procedente
de la circulacion sistémica®7.
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Los secuestros pueden clasificarse como intralobares o
extralobares en funcion de la relacion con el parénquima pul-
monar adyacente y con la pleura visceral que los rodea. El
secuestro extralobar (SE) estd cubierto por una pleura visce-
ral que lo separa del parénquima pulmonar normal, mientras
que el secuestro intralobar (SI) se encuentra completamente
cubierto de tejido pulmonar normal o por un segmento de la
pleura visceral del 16bulo pulmonar en el que se encuentra®.
Presentan un ratio entre ambas de 3:1, y aunque lo més fre-
cuente es que sean malformaciones aisladas ambas pueden
coexistir en un mismo pacienteV.

Los SI presentan una distribucién similar entre sexos, pero
en el caso de los SE es més frecuente en varones (hasta un
80% de los casos)™). Ambas malformaciones reciben vascula-
rizacion arterial de la circulacion sistémica, de ramas tanto de
la aorta tordcica como de la aorta abdominal®. Los SI drenan
generalmente hacia las venas pulmonares, y los SE hacia venas
sistémicas tales como la vena 4cigos o la vena porta.

El tratamiento de eleccion hasta el momento de los SI se
ha basado en la lobectomia pulmonar, con reseccién del 16bulo
pulmonar afecto. El objetivo del tratamiento es la prevencion
del desarrollo de complicaciones, que en el caso de los SI puros,
consiste principalmente en complicaciones hemorragicas e infec-
ciosas, relacionadas con la vascularizacion sistémica. Gracias al
avance en las técnicas de radiologia vascular intervencionista, la
embolizacion de las arterias sistémicas se presenta en la actua-
lidad como una alternativa terapéutica, e incluso constituye la
primera linea de tratamiento en algunos centros®7. Resumimos
nuestra experiencia de embolizacion en casos seleccionados de
SI, con el objetivo de preservar el maximo parénquima pulmonar
al evitar la reseccion quirdrgica o como opcion terapéutica en
caso de rechazo familiar a la intervencion quirdrgica.

MATERIAL Y METODOS

Realizamos una revision retrospectiva de los casos de
ST tratados en nuestro centro durante los afios 2013 y 2014
mediante radiologia vascular intervencionista, evaluando las
pruebas diagnésticas (tipo de lesion, localizacion, nimero
de lesiones, aporte vascular —origen, nimero y calibre de los
vasos—, presencia de lesion parenquimatosa), el procedimien-
to (via de abordaje, materiales utilizados para embolizacion,
complicaciones), asi como las complicaciones inmediatas y
el seguimiento de los pacientes.

Previo al procedimiento, a todos los pacientes se les rea-
1iz6 un ecocardiograma para evaluar la posible repercusion
hemodindmica producida por el secuestro (insuficiencia car-
diaca e hipertension pulmonar). El estudio anatémico de las
lesiones pulmonares y de la vascularizacién de las mismas se
realiz6 mediante una angioTC. EI tratamiento endovascular
se planted como alternativa terapéutica en casos de secues-
tros unilaterales con un vaso sistémico de gran calibre y con
minima o nula lesion sélida parenquimatosa (secuestro tipo
Pryce 1) como alternativa al tratamiento quirtrgico y en ca-
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sos de secuestro bilateral. El calibre de los vasos no supuso
una contraindicacion, puesto que el material actual permite
canalizar arterias incluso de menos de 3 mm de didmetro.

El procedimiento se realizé bajo anestesia general. El
abordaje, en todos los casos, se hizo mediante la puncién
ecoguiada de la arteria femoral derecha. Mediante un catéter
se procedio a realizar un aortograma obteniendo un mapa arte-
rial de las ramas aberrantes que nutrian el SI. Posteriormente,
se cateterizaron selectivamente para determinar el didmetro,
localizacién y drenaje venoso del SI. En funcién de estos
datos se optd por diferentes métodos de embolizacion. Los
“plugs” vasculares Amplatzer® (AVPs) se emplearon para la
oclusién completa de vasos o fistulas de gran tamafio y flujo.
Se opt6 por utilizar los “microcoils” para los vasos o fistulas
de pequefio tamaifo. EI Onyx® (ev3 Neurovascular, Irvine,
CA), un copolimero de etilen-vinil alcohol disuelto en dimetil
sulfoxido, se utiliz6 ademds como sellante. Para terminar el
procedimiento se realizé un aortograma final comprobando
la completa oclusion vascular del SI.

Los pacientes permanecieron ingresados 24h, con vendaje
compresivo durante 6-12 h y realizacion de radiografia simple
previa al alta.

Los controles ambulatorios tras el procedimiento se lleva-
ron a cabo mediante radiografia simple y visita en consultas
externas a las dos semanas, posteriormente a los dos meses,
seis meses y luego de manera anual. En los controles anuales
se afladi como exploracion una ecografia para descartar la re-
permeabilizacion de la malformacion, con el objetivo de evitar
los artefactos asociados al material de embolizacién en la TC
tordcica. En el caso del paciente con la lesién quistica residual,
se realizé una TC tordcica a los 4 meses tras la embolizacién
para constatar la persistencia de la lesion parenquimatosa y
planificar la cirugia en su caso.

RESULTADOS

Durante el periodo de estudio se trataron mediante la ci-
tada técnica tres pacientes con SI.

Los detalles demogréficos, clinicos, anatémicos y tera-
péuticos de los pacientes tratados se encuentran resumidos
en la Tabla L.

Caso 1

Recién nacido de género masculino con diagndstico pre-
natal de complejo MAQ-secuestro en base pulmonar izquier-
da. En la ecograffa del 2° trimestre se observé una imagen
compatible con dextrocardia y secuestro pulmonar en LII.
La angioTC torécica realizado a los 7 meses de vida mostrd
la presencia de dos vasos andmalos con origen en la pared
lateral izquierda de la aorta abdominal, proximales al tronco
celfaco. Un vaso cruzaba por delante de la aorta e irrigaba
un subsegmento de la base pulmonar derecha donde también
se apreciaba un drea de enfisema en relacion al secuestro
pulmonar derecho (Fig. 1A). En otro se bifurcaba y se diri-
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Tablal.  Detalles demograficos, clinicos, anatémicos y terapéuticos de los pacientes tratados.
N°de arterias ~ Material de Seguimiento
Caso Sexo  Edad Sintomas Diagnostico aberrantes  embolizacion — Resultado ~ Complicaciones (meses)
1 V 21 meses Asintomdtico MAQ-secuestro 2 Amplatzer®  Oclusién No 56
enLIl'y Onyx® completa
SILID “microcoils”
2 M 14 meses Asintomdtica SI LI 1 Amplatzer®  Oclusién No 31
Onyx® completa
“microcoils”
3 M 12 meses Asintomatica SILID 1 Amplatzer®  Oclusién No 47
“hydrocoils”  completa

Figura 1. A) AngioTC que muestra un vaso anémalo con origen en la pared lateral izquierda de la aorta abdominal (flecha). B) AngioTC donde
observamos un drea de enfisema en la base pulmonar derecha en relacién al secuestro pulmonar derecho (circulo).

gia al complejo MAQ-secuestro izquierdo situado en la base
pulmonar izquierda (Fig. 1B).

Ante la bilateralidad de las lesiones, a los 14 meses de
vida se realiz6 un aortograma téraco-abdominal que confirmé
la existencia de ambas dreas pulmonares anémalas con irri-
gacion arterial a partir de vasos arteriales infradiafragmaticos
(un vaso en el lado derecho y tres vasos en el izquierdo). Tras
cateterizacion supraselectiva de los pediculos andmalos se
embolizaron con Onyx® (ev3 Neurovascular, Irvine, CA) y
“microcoils” dos de los pediculos izquierdos que presentaban
una mayor fistula con la vena pulmonar; y con “plugs” vas-
culares Amplatzer® Onyx® (ev3 Neurovascular, Irvine, CA) y
“microcoils” el resto de los vasos (el restante vaso izquierdo
y el derecho).

En el control a los 4 meses mediante angioTC tordcica
con el objeto de valorar la lesion parenquimatosa asociada, se
observo la persistencia del componente quistico del complejo
malformativo MAQ-secuestro en LII, por lo que se realiz6
una lobectomia toracoscdpica del l6bulo afecto. Como tni-
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co hallazgo operatorio, destacar la presencia de adherencias
importantes del 16bulo inferior izquierdo al diafragma que
dificultaron la cirugia sin imposibilitarla. La evolucién poste-
rior tras la intervencion del paciente fue satisfactoria, mante-
niéndose asintomdtico y con controles radioldgicos correctos
(seguimiento actual de 56 meses).

Caso 2

Nifa con diagndstico prenatal de secuestro pulmonar en
el LI, confirmado postnatalmente mediante radiografia y eco-
graffa tordcica al mes de vida y sin repercusion hemodindmica
ni respiratoria. Se realizé una angioTC tordcica a los 13 meses
de vida donde se observd una lesion en hemitdrax izquierdo,
con circulacion aferente proveniente de una rama de la aorta
descendente de 3,6 mm de didmetro; y con un retorno venoso
dirigido a la vena pulmonar inferior izquierda (Figs. 1C, 1D).

Ante el rechazo familiar al tratamiento quirtrgico, a los 15
meses de vida se realiz6 la embolizacion de la rama aferente

» o«

anémala con “microcoils”, “plugs” vasculares Amplatzer®
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Figura 1. C y D) AngioTC tordcica donde se observa una lesién en hemitérax izquierdo (circulo) con circulacion aferente proveniente de la aorta
descendente con 3,6 mm de didmetro (flecha); y un retorno venoso, dirigido hacia la vena pulmonar inferior izquierda. E) AngioTC tordcica que
constata una lesion parenquimatosa situada en el LID compatible con un SI, con una rama procedente de la aorta abdominal (flecha) que la irriga
y un drenaje venoso hacia las venas pulmonares derechas. F) Estudio selectivo de la arteria aberrante que confirma la presencia de un pediculo
arterial Unico originado en la aorta infradiafragmdtica que ramifica en multiples vasos aferentes (flecha blanca), asi como un drenaje venoso hacia
las venas pulmonares derechas (flecha negra).

(AVPs) y Onyx® (ev3 Neurovascular, Irvine, CA), de mane-
ra satisfactoria. En los controles realizados posteriormente
mediante radiografias simples y ecografia no se observaron
complicaciones clinicas ni radiolégicas, con un seguimiento
actual de 18 meses.

Caso 3

Nifia con diagndstico prenatal de lesiéon pulmonar, que
se confirmé postnatalmente mediante angioTC tordcica a
los 3 meses de vida, constatando una lesién parenquimatosa
situada en el LID compatible con un SI con una rama afe-
rente procedente de la aorta abdominal de 4,3 mm de calibre
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y un drenaje venoso a las venas pulmonares (Fig. 1E), sin
repercusion clinica. A los 12 meses de vida se realiz6 un
aortograma téraco-abdominal con un estudio selectivo de la
arteria aberrante que confirmé la presencia de un pediculo
arterial dnico de gran calibre originado en la aorta infradia-
fragmdtica que se ramificaba en multiples vasos aferentes,
asi como un drenaje venoso hacia las venas pulmonares
derechas (Fig.1F). Tras cateterizacion selectiva del pedi-
culo arterial se constatd la existencia de una fistula de alto
débito, optando por la embolizacién con “plugs” vasculares
Amplatzer® de 6 mm a nivel distal e “hydrocoils” y “plugs”
vasculares Amplatzer® de § mm a nivel proximal. El procedi-
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TablaIl.  Correlacion entre los hallazgos descritos en la angioTC y el aortograma realizado durante el procedimiento endovascular.
AngioTC Procedimiento endovascular
Caso Niimero de vasos Didmetro mdximo (mm) Niimero de vasos Didmetro mdximo (mm)
1 2 Rama derecha: 5 4 (una rama derecha, Rama derecha: 5
Rama izquierda: 4 tres ramas izquierdas) Ramas izquierdas: 5
2 1 3,6 1 7.4
3 1 4 1 con muiltiples ramificaciones 4,32

miento transcurri6 sin incidencias, presentando tnicamente
en el postoperatorio febricula autolimitada y molestias leves
controladas con analgesia convencional. En los sucesivos
controles clinicos y radioldgicos no se objetivaron compli-
caciones, con un seguimiento de 24 meses.

Todos los casos de nuestra serie fueron diagnosticados
mediante estudios ecograficos prenatales, que evidenciaban
la presencia de imdgenes intrapulmonares homogéneas y bien
definidas con irrigacién andmala desde una arteria sistémica.
Estos hallazgos fueron confirmados postnatalmente mediante
angioTC. En nuestra serie la correlacion entre el tamaiio y el
nimero de vasos diagnosticados mediante la angioTC y los
finalmente visualizados en el procedimiento endovascular se
encuentra reflejada en la Tabla II.

Tras el procedimiento ninguno de los pacientes presentd
complicaciones inmediatas, pudiendo ser dados de alta a do-
micilio durante las primeras 48 horas tras la embolizacion.
En los controles sucesivos realizados mediante ecograffas,
radiografias simples (Fig. 2) y TC tordcica, con unos segui-
mientos de 18, 24 y 56 meses, no se han observado sintomas
clinicos, complicaciones ni repermeabilizacion de los vasos,
hasta la fecha.

DISCUSION

Los secuestros pulmonares, aunque infrecuentes, pueden
producir infecciones de repeticion con la consiguiente des-
truccion del parénquima pulmonar, y en los casos mds graves,
hemoptisis o hemorragias pulmonares, e incluso hipertension
pulmonar e insuficiencia cardiaca congestiva severa por shunt
izquierda derecha que podria conducir a un fallo cardfaco®¢).
Por este motivo es importante realizar un diagndstico y trata-
miento precoz, en caso de repercusion hemodindmica grave,
de estas malformaciones congénitas.

El diagnéstico prenatal puede realizarse mediante eco-
graffas o resonancia magnética fetal“$10. Postnatalmente el
diagndstico debe confirmarse en todos los casos pese a la
normalidad de la radiografia simple, siendo generalmente la
técnica de eleccion la angioTC3471112 En nuestro centro, si
el paciente no presenta repercusion hemodindmica, solemos
retrasar su realizacion hasta los 6 meses de vida. Esta técnica
permite demostrar la irrigacion arterial sistémica, asi como la
anatomia pulmonar y caracteristicas de la lesion, ayudando a
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Figura 2. Radiograffa de térax de control a los 6 meses del procedimien-
to. Se observa pediculo arterial originado en la aorta infradiafragmdtica
embolizado con material radioopaco (“plugs” vasculares Amplatzer®
(AVPs) e “hydrocoils”) — (flecha) y ausencia de imdgenes sugestivas
de complicaciones.

la planificacién del tratamiento. Aun siendo la técnica de elec-
cion para el diagndstico, presenta una serie de limitaciones. Se
trata de una técnica que puede precisar sedacion si se realiza
en pacientes pedidtricos y que implica radiacion ionizante y
administracion de contraste endovenoso. Por otro lado, no
siempre detecta todos los vasos que irrigan la lesion y puede
infravalorar el tamafio de los mismos®!". En nuestra serie la
angioTC diagnostico correctamente las lesiones pulmonares.
Respecto al nimero de vasos, inicamente en un caso no fueron
diagnosticadas todas las ramas aferentes.

El tratamiento de eleccion de los SI es la reseccion de la
lesién o del 16bulo pulmonar afecto mediante toracotomia
o toracoscopia, con la exéresis consecuente de parénquima
pulmonar no patolégico que conlleva el realizar una segmen-
tectomia o lobectomia pulmonar@+6-8.13.14 Hay autores que
defienden un tratamiento quirtirgico precoz por el riesgo de
infeccion y la asociacion de otras anomalias; otros sin em-
bargo no recomiendan la cirugfa en pacientes asintométicos,
existiendo una importante controversia al respecto¢7. El
grupo de Yue y cols. proponen como primera opcion tera-
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péutica la embolizacion, reservando la intervencion quirtrgica
tinicamente para pacientes con patologia cardiaca asociada,
y una actitud conservadora en el caso de imposibilidad para
la embolizacién o intervencion quirdrgica®.

Una de las indicaciones actuales mds claras de la embo-
lizacién es la del recién nacido con secuestro pulmonar de
gran calibre e inestabilidad hemodindmica grave, permitiendo
estabilizar al paciente critico antes de realizar la reseccion
quirtrgica®.

Brown y cols. realizaron un estudio retrospectivo de los
pacientes con SI tratados mediante intervencion quirtrgica y
embolizacion. En ambos grupos el tratamiento fue efectivo,
y no observaron diferencias estadisticamente significativas
en cuanto a las complicaciones. El sintoma principal al diag-
nostico de los pacientes intervenidos quirdrgicamente fue
la neumonia de repeticion; mientras que en el caso de los
pacientes embolizados fueron los sintomas cardiolégicos.
Por lo tanto, establecen el tratamiento en base a los sintomas
en el momento del diagndstico: en las neumonias de repe-
ticion se les realizé la exéresis de la lesion; y aquellos con
alteraciones hemodinamicas, cierre del “shunt” mediante
embolizacién®.

En el nifio estable, la eleccidn entre un manejo conserva-
dor, la embolizacién o una intervencion quirtrgica, requiere
de forma imprescindible respetar la opinion de la familia
del paciente, en una patologia en la que existen importantes
discrepancias en cuanto a su tratamiento 6ptimo, e incluso,
respecto a la necesidad de tratar. Por ello, debemos valorar
los casos de manera individualizada, de acuerdo a las carac-
teristicas de base del paciente y de la lesion, ponderando el
riesgo-beneficio que supone la cirugia frente a las complica-
ciones derivadas de la embolizacion de los vasos aberrantes
en pacientes asintomdticos o con Sl bilaterales. Igualmente,
la concomitancia de una lesién pulmonar tipo MAQ deberia
inclinar la balanza hacia la reseccion quirurgica.

Parte de los beneficios de la embolizacion incluirian, al
tratarse de un tratamiento menos invasivo que la intervencion
quirdrgica, limitar los riesgos operatorios y las complicaciones
postoperatorias (sangrado, fuga aérea, etc.), reducir el tiempo
de hospitalizacion, no dejar cicatriz o evitar la aparicién de
la escoliosis y pectus excavatum asociados a las toracoto-
mias*714. Se han descrito incluso involuciones totales de las
lesiones parenquimatosas tras la embolizacion®.

A pesar de ser una técnica prometedora, no estd exen-
ta de complicaciones. Estas incluyen, desde las mds leves
como dolor, fiebre, derrame pleural, isquemia transitoria de
la extremidad inferior, a la posibilidad de una involucién
parcial de la malformacién adenomatoidea quistica, no se
tiene una muestra anatomo patoldgica y existe la posibi-
lidad de repermeabilizacién “-. Se han descrito también
casos de repermeabilizacidon o embolizacién incompleta. En
estos casos, se podria realizar una segunda embolizacién o
la exéresis quirdrgica del SIG7. Chien y cols. describen en
su casufstica 6 pacientes tratados mediante embolizacion,
con un éxito en el primer intento en cuatro de ellos. Los dos

62 S. Santiago Martinez y cols.

restantes fueron reembolizados una segunda vez con éxito.
En nuestra serie, con un seguimiento de 18, 24 y 56 meses,
ningtn caso ha presentado una repermeabilizacion de los
vasos aferentes, y el inico caso que requiri6 intervencion
quirtrgica por una lesién quistica residual pudo ser inter-
venido mediante toracoscopia.

La complicacién més grave constituye la posibilidad de
migracién del material de embolizacién, un hecho excepcional
en la literatura pero descrito por algunos autores!!>19. Sin
embargo, la mayoria de estos casos corresponden a emboli-
zaciones realizadas mediante la colocacion exclusiva de dis-
positivos Amplatzer®, los cuales, al crecer el paciente, podrian
migrar. En nuestro centro, para prevenir esta eventualidad, los
Amplatzer® se colocan combinadamente con otros materiales
(microcoils, etc.) que impiden su movilizacion.

En conclusién, con los nuevos materiales endovasculares
disponibles, la embolizacién de los vasos sistémicos en los
secuestros pulmonares es una opcion terapéutica factible y un
recurso a tener en cuenta en casos seleccionados de pacien-
tes con SI. Entre sus ventajas, permite conservar parénquima
pulmonar, evita la morbilidad asociada a la intervencion qui-
rirgica y, en caso de lesién parenquimatosa pulmonar coe-
xistente que persiste tras la embolizacidn, o en caso de fallo
del tratamiento endovascular, no impide la exéresis quirdrgica
posterior incluso mediante técnicas minimamente invasivas.
Aun asf, es preciso un mayor seguimiento para determinar
la efectividad y posibles complicaciones a largo plazo de los
pacientes tratados mediante esta técnica.
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