CASOS CLiNICOS

Neumonectomia en atelectasia masiva
post infeccion por adenovirus

ANDRES KOPPMANN A.*, ANA MARIA ESCOBAR C.* e ISABEL VALDES | .*

Pneumonectomy in massive atelectasis post adenovirus infection

We described the clinical and radiological evolution and pulmonary function tests in three
patients aging 8 to 14 years old at present time. All of them suffered severe pneumonia caused by
adenovirus infection during the infant period. During the acute viral disease, massive lung atelectasis
refractory to treatment, determined the indication of pneumonectomy. All of the removed lungs
presented bronchiectasis, atelectasis and fibrosis. In two children the medical condition improved
after surgery, allowing to discontinue oxygen therapy. Wotwith standing, both of them had severe
restrictive and obstructive limitation and signs of chronic damage at CTscan obstructive exacerbations
decreased and the patients have been to carry out a normal life. The third patient has evolved with
progressive clinical deterioration and pulmonary hypertension. The is under continuous oxygen
therapy, because of extensive damage in the remaining lung. Being the pneumonectomy an exceptional
procedure in children, in these patients the indication was due to medical treatment failure and
progressive deterioration. Notwithstanding two children have shown, up to now, a satisfactory
adaptation to this condition.
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Resumen

Se describen las caracteristicas clinicas, la imagenologia toracica y funcién pulmonar de tres
pacientes (edades actuales: 8-14 afios). Todos ellos cursaron con una neumonia grave por adenovirus
en el periodo de lactante y cuya evolucion se agravo por una atelectasia pulmonar masiva refracta-
ria al tratamiento que determind la indicacion de neumonectomia. En los tres casos, €l pulmoén
resecado presentaba atelectasia, bronquiectasias y fibrosis. Dos nifios mejoraron su condicion
clinica posterior a la neumonectomia, logrando suspender el oxigeno adicional. A pesar de presen-
tar una limitacion ventilatoria restrictiva y obstructiva severa y una tomografia computarizada de
pulmén con signos de dafio crénico, han disminuido las exacerbaciones obstructivas y hacen vida
normal. El tercer paciente ha evolucionado con deterioro clinico progresivo, requiere oxigeno
adicional a permanencia y presenta hipertension pulmonar, determinado por el extenso dafio del
pulmén remanente. Sendo la neumonectomia un procedimiento extremo en pediatria, a estos pa-
cientes se les indico por fracaso del tratamiento médico y empeoramiento del estado general. Dos
nifios han mostrado hasta ahora una adaptacién satisfactoria a esta condicion.
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I ntroduccion

L as infecciones respiratorias agudas bajas por
adenovirus constituyen una de las principales
causas de enfermedad pulmonar crénica en pe-
diatria, cuyo espectro abarca distintas entidades
tales como hiperreactividad bronquial, bronquiec-
tasias, atelectasias cronicas, bronquioalitis oblite-
rante y pulmon hiperlGcido=. La neumonectomia
es un procedimiento extremo en la préctica cli-
nica y existen escasas publicaciones sobre €l
uso de este procedimiento en pacientes con dafio
crénico del pulmon remanente®. El objetivo dela
presente comunicacion es describir las caracte-
risticas clinicas, la imagenologia toracica y la
funcion pulmonar de tres pacientes pediétricos
gue cursaron con una neumonia grave por
adenovirus y cuya evolucion se agravl por la
presencia de una atelectasia pulmonar masiva
refractaria a tratamiento que determind la indi-
cacion de neumonectomia.

Casos Clinicos

Paciente 1

Escolar de 8 afos, sexo femenino, con ante-
cedentes de neumonia adquirida en la comuni-
dad alos 2 meses de vida en la que se confirmd
la presencia de adenovirus (ADV) por inmuno-
fluorescencia. Evoluciona grave, requiriendo co-
nexion a ventilacién mecéanica (VM) por 23 dias.
Permanece hospitalizada por 5 meses, siendo
dada de alta alos 7 meses de vida con oxigeno-
terapia domiciliaria. Se realiza tomografia axial

computarizada (TAC) de térax que demuestra
atelectasia del [6bulo superior derecho (LSD) y
bronquiectasias cilindricas en I6bulo inferior iz-
quierdo. Entre los 10 meses y €l afio de vida se
rehospitaliza en dos ocasiones por neumonia y
sindrome bronquial obstructivo requiriendo ven-
tilacion mecanica en las dos hospitalizaciones.
Al afio y tres meses de vida durante una visita
de rutina en policlinico de especialidad, se con-
trola con una radiografia de térax que evidencia
una atelectasia masiva del pulmon izquierdo. Se
realizan repetidas broncoaspiraciones mediante
fibrobroncoscopia no lograndose la reexpansion
pulmonar. El cintigrama ventilacion-perfusién
(Figura 1) muestra hipofuncion pulmonar izquier-
da severa (ventilacion pulmon derecho (PD):
83%, pulmodn izquierdo (PI): 17%,; perfusion PD:
86%, PI: 14%), debiendo ser neumonectomizada
a afo y siete meses de edad. El pulmén conser-
vado presentaba una atelectasiaresidual del LSD.
Evoluciona sin complicaciones post operatorias
siendo dada de alta con oxigenoterapia noctur-
na. Dos meses més tarde se suspende el oxige-
no adicional. Evoluciona bien, sin rehospitaliza-
cién y sin hipertensién pulmonar. La TAC
pulmonar 3 afios post-neumonectomia eviden-
cia dilatacion compensatoria del pulmén rema-
nente con atelectasia retractil del LSD, engrosa-
miento intersticial peribronquial y éreas de mo-
saico leve en regiones basales (Figura 2). El
estudio funcional realizado hace un afio revela
una limitacion ventilatoria obstructiva y restric-
tiva severas con aumento significativo delaCVF
y del VEF; post-salbutamol. El estudio de volU-
menes pulmonares mediante lavado de nitroge-

Figura 1. Cintigrama ventilacion-
perfusion de la paciente 1, muestra hi-
pofuncion pulmonar izquierda severa.
A laizquierda, seindicalaventilacion
en % del pulmén derecho (PD) e iz-
quierdo (PI) y aladerechael de circu-
lacion.
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Figura 2. TAC pulmonar de la paciente 1, tres afios
postneumonectomia. Se observa importante dilatacion
compensatoriadel pulmén derecho.

no muestra una capacidad pulmonar total (CPT)
normal para el valor predictivo con un gran
atrapamiento aéreo dado por un volumen resi-
dual (VR) aumentado. En la actualidad asiste a
colegio y hace vidanormal.

Paciente 2

Escolar de 8 afios y un mes, sexo femenino,
con antecedentes de haber sido recién nacido de
pretérmino de 27 semanas, con peso de naci-
miento de 980 gramos, que evoluciona con
displasia broncopulmonar permaneciendo 98 dias
conectada a ventilacion mecanica, siendo dada
de alta a los 5 meses de edad cronoldgica con
oxigenoterapia domicilaria. Se rehospitaliza an-

tes del afio de vida en tres oportunidades por
cuadros bronquiales obstructivos sin requerir
ventilacién mecanica. Al afio y un mes de vida
presenta una bronconeumonia intrahospitalaria
por ADV, que evoluciona en forma térpida, con
sobreinfeccién por virus sincicial respiratorio y
bacteriana, requiriendo conexion a ventilacion
mecanica durante 17 dias. En el curso de esta
hospitalizacion presenta una atelectasia masiva
del pulmén derecho, refractaria a broncoas-
piracion endoscopica. Se realiza TAC pulmonar
que evidencia colapso pulmonar derecho total
con bronquiectasias y pulmon izquierdo con com-
promiso intersticial segmentario en ambos |6bulos.
La cintigrafia ventilacion-perfusion (Figura 3)
muestra exclusion funciona del pulmoén dere-
cho (ventilacion PD: 6%, Pl: 94%; perfusion
PD: 2%, Pl: 98%), debiendo realizarse neumo-
nectomia al afio y diez meses de vida. No pre-
senta complicaciones post operatorias y es dada
de alta con oxigenoterapia nocturna. Un afio
post-cirugia se suspende €l oxigeno adicional.
Evoluciona sin rehospitalizaciones y sin hiper-
tension pulmonar. La TAC pulmonar realizada a
los 2 afios post-neumonectomia, muestra gran
expansion compensatoria del pulmén izquierdo,
con areas de mosaico leve y compromiso inters-
ticial difuso. Se observa ademés crecimiento del
pulmén remanente (Figura 4). Su espirometria
actua revelaunalimitacion ventilatoria obstructiva
severa que mejora significativamente post
salbutamol, combinada con una limitacién res-
trictiva severa. No ha sido posible estudiar vol -
menes pulmonares por falta de colaboracion. En
laactuaidad asiste a colegio y hace vidanormal.
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Figura 3. Cintigrama ventilacion per-
fusion de la paciente 2, muestra exclu-
sién funcional de pulmon derecho. PD
y Pl como en figura 1.
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Figura 4. Radiografia de térax de la paciente 2, cuatro
afios post neumonectomia. Se observa gran crecimiento
compensatorio del pulmon izquierdo.

Paciente 3

Escolar de 14 afios y 2 meses, sexo masculi-
no, con historia de cuadros bronquiales obstruc-
tivos desde los 2 meses de vida. Al afio y tres
meses presentd una bronconeumonia intrahos-
pitalariapor ADV serotipo 7 h, requiriendo ven-
tilacion mecéanica por 15 dias, y permanecio
hospitalizado durante 8 meses. Evoluciond con
bronquiolitis obliterante y es dado de alta con
oxigenoterapia domiciliaria. Reingresd a los 2
anos y 5 meses de edad por atelectasia masiva
del pulmén izquierdo, detectada en control ruti-
nario que no logra ser reexpandida. Se efectla
TAC pulmonar que muestra colapso total de
pulmon izquierdo y bronquiectasias bilaterales.
La cintigrafia ventilacion-perfusion demostré
hipofuncion pulmonar izquierda severa (ventila-
cion PD: 89%, Pl: 11%; perfusion PD: 83%,
Pl: 17%). Se realiza neumonectomia izquierda
sin complicaciones post operatorias y es envia-
do a su casa con oxigenoterapia nocturna. En el
curso de su evolucion presenta rehospitaliza-
ciones por neumonias recurrentes, constatandose
ademaés hipertension pulmonar y escoliosis leve.
La TAC pulmonar efectuada 8 afios post-
neumonectomia, muestra dilatacion compensa
toria del pulmoén derecho con herniacion hacia €
hemitdrax izquierdo y bronquiectasias (Figura 5).
En la actualidad requiere oxigenoterapia a per-
manencia y su espirometria muestra limitacion
ventilacion obstructiva y restrictiva severas sin
cambio significativo post-salbutamol.

El estudio histopatol dgico del pulmén reseca-

48

Figura 5. TAC pulmonar del paciente 3, ocho afios post
neumonectomia. Se aprecia dilatacion de pulmén derecho
con herniacion hacia hemitérax izquierdo y bronquiec-
tasias.

do en los tres casos descritos, demostré una
severa alteracion de la arquitectura normal, con
extensas zonas de atelectasia, bronquiectasias
saculares, hiperplasia de foliculos linfoides y
fibrosisintersticial y peribronquiolar.

En los tres pacientes se estudiaron otras cau-
sas de obstruccién bronquial y neumonias recu-
rrentes. Estos exdmenes incluyeron electrolitos
en sudor, recuento de inmunoglobulinas, estu-
dio de deglucion y pH-metria esofagica que re-
sultaron normales. En los tres casos ademas,
tanto la serologia para VIH como las bacilosco-
pias fueron negativas. Se han realizado hasta la
fecha evaluaciones cardiol 6gicas periddicas des-
cartando hipertension arterial pulmonar en las
dos nifias. En €l tercer caso se ha documentado
la existencia de hipertension arterial pulmonar
severa 'y un cor pulmonar a través de estudio
ecocardiografico y cateterismo cardiaco. Soélo
en este nifio ademas se ha detectado una
escoliosis de caréacter leve que se mantiene en
control por € equipo de ortopedia. EnlaTabla 1l
se resumen las caracteristicas clinicas de los
tres nifios y en la Tabla 2 se registran los valo-
res espirométricos actuales.

Discusion

La neumonia grave por adenovirus se ha aso-
ciado a importantes secuelas pulmonares tales
como hiperreactividad bronquial, bronquiectasias,
atelectasias cronicas, bronquialitis obliterante y

Rev Chil Enf Respir 2006; 22: 45-51
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Tabla 1. Caracteristicas clinicas de los tres pacientes en estudio

Paciente 1 Paciente 2 Paciente 3
8 anos 8 afnos 1 mes 14 afnos 2 meses
Enfermedad previa Sana DBP* SBOR**
Edad al momento de infeccion por ADV 2 meses 1 afio 1 mes 1 afio 3 meses
Lugar de adquisicion de lainfeccion Comunitaria Intrahospitalaria Intrahospitalaria
Edad a momento de la atelectasia 1 afio 2 meses 1 afio 3 meses 2 anos 5 meses
Edad a momento de la neumonectomia 1 afio 7 meses 1 afio 10 meses 2 afos 7 meses
Pulmén neumonectomizado Izquierdo Derecho Izquierdo
Estado del pulmén remanente AtelectasiaLSD Compromiso Bronquiectasias
intersticial

Complicaciones post operatorias inmediatas No No No
Complicaciones post operatorias tardias No No Escoliosis
Oxigenodependencia actual No No g
Limitacién ventilatoria actual Obstructiva y Obstructiva y Obstructiva y

restrictiva severa restrictiva severa restrictiva severa

* Displasia broncopulmonar
** Sindrome bronquial obstructivo recurrente

Tabla 2. Valores espirométricos actuales de los tres pacientes en estudio

Paciente 1 Paciente 2 Paciente 3
8 afos 8 aflos 1 mes 14 anos 2 meses
Basal Post BD** % cambio Basal Post BD** % cambio Basal Post BD** % cambio
Actual %pred* Actual %pred* Actual %pred* Actual %pred* Actual %pred* Y%pred*
CVF (L) 039 42 055 59 41 037 42 044 49 19 123 43 148 51 20
VEF, (L) 029 32 047 52 62 035 40 042 48 20 0,78 31 08 3H4 9
VEF,/CVF(%) 74 86 16 %A 96 2 63 58 -8
FEF55.75 (L/s) 025 16 061 39 144 047 30 068 44 45 043 15 055 19 28

* 9% del predictivo (segiin Kundson et al)
** post broncodilatador

pulmén hiperltcido®3. Estudios de seguimiento
de largo plazo han demostrado que alrededor del
20% de los nifios que presentaron un dafio
pulmonar agudo por adenovirus, quedaron con
alguin tipo de secuela, siendo predominante en
estos pacientes € antecedente de infeccion por
serotipo 7 h'S, La atelectasia masiva que pre-
sentaron nuestros pacientes durante los prime-
ros meses posterior a la infeccién, demuestra la
existencia de un gran dafio anatébmico. En €l
estudio histopatol6gico de los pulmones reseca-
dos se observa que este dafio esta dado funda-
mentalmente por la obliteracion de los bronquiolos
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terminales por tejido fibroso concéntrico y por
la intensa inflamacion de las paredes bronquia-
les, dando origen a hipersecrecion mucosa, ta-
pones mucosos y bronquiectasias. Este tipo de
lesiones explican en gran medida el porqué a
pesar de broncoaspiraciones repetidas por via
endoscdpica, no fue posible lograr la reexpansion
de la atelectasia masiva en ninguno de los tres
nifos.

La neumonectomia es un procedimiento de
excepcion en pediatria y aunque se desconoce
su prevalencia por la escasa informacion dispo-
nible en laliteraturamédica, haido disminuyendo
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fundamentalmente por e mejor control de la
tuberculosis. En las series publicadas, las gran-
des indicaciones corresponden alas neumopatias
necrotizantes, bronquiectasias, neumopatias
supurativas y algunas malformaciones congéni-
tas®’. La destruccion pulmonar condiciona un
proceso inflamatorio crénico con reagudizaciones
y reinfecciones frecuentes que alteran severa-
mente la calidad de vida del paciente, su estado
nutricional y favorecen complicaciones graves
como hemoptisis masiva, infecciones fungicas,
etc. En tales casos la neumonectomia puede
resolver esta situacion. Sin embargo, su indica
cion debe ser siempre discutida en profundidad
considerando las caracteristicas clinicas y fun-
cionales de cada paciente en particular. En ni-
fios neumonectomizados con pulmén remanente
sano, la evolucién y el prondstico a largo plazo
son buenos. Laros et al®, publicaron una serie
de 130 pacientes neumonectomizados, la mayo-
ria por tuberculosis, con un seguimiento pro-
medio de 33 afios. Noventa 'y ocho tenian VEF,;
mayor o igual a 63% de la capacidad vital (CV)
en su primera evaluacion espirométrica 'y cons-
tituyeron el grupo a analizar. Cuarenta y tres
pacientes fueron neumonectomizados antes de
los 20 afios de vida y dentro de este grupo la
mejor adaptacion se observo en los nifios opera-
dos antes de los 5 afios, en quienes los valores
promedios de CPT y CV fueron 96,4% y 79,1%
respectivamente del valor predictivo de los dos
pulmones y el valor promedio de VEF;, 72,3%
de la CV. Ellos concluyen que en este grupo
etario el mecanismo adaptativo fundamental se-
ria el crecimiento compensatorio o hiperplasia
del pulmoén remanente y que a edades mayores
la compensacion estaria dada esencial mente por
hipertrofiay dilatacion®. En esta serie lamayoria
de los pacientes estudiados durante el segui-
miento hace vida normal en la actualidad.

La morbilidad y las complicaciones inmedia-
tas post-neumonectomia pueden presentarse has-
ta en un 20% de los casos y éstas incluyen
edema pulmonar en e pulmoén remanente, neu-
monia, atelectasias, fistulas broncopleurales y
herniacién cardiaca. También se ha descrito €l
sindrome post-neumonectomia derecha que se
presenta especialmente en lactantesy que con-
siste en la desviacion del corazdn y estructuras
mediastinicas a la derecha, con rotacion de es-
tas tltimas y fendmenos de compresién vascular
del &rbol bronquial izquierdo, llevando a bronco-
malacia, hiperinsuflacion e infecciones recurren-
tes’. En ninguno de los pacientes estudiados se
observaron estas complicaciones. A largo plazo
las complicaciones més temidas son las defor-
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midades esqueléticas, especificamente la esco-
liosis. Sin embargo, 10s estudios de seguimiento
son muy escasos’. En una serie de 13 nifios
neumonectomizados seguidos por un promedio
5,2 afios, Eren et al” observaron que solo seis
pacientes desarrollaron escoliosis leve (angulo
de Coobs menor de 10°. Todos ellos habian
sido intervenidos antes de los 7 afios de vida.
En nuestro grupo sdlo un paciente ha desarro-
|lado escoliosis, la cual es poco significativa, a
pesar que los tres fueron neumonectomizados
antes de los 3 afios de edad. La recomendacion
no obstante, es un control ortopédico periddico
y €l uso de corset corrector seglin sea el caso.

Existen muy pocas publicaciones sobre
neumonectomias en pacientes con dafio crénico
del pulmén conservado. Fregonese et a*, co-
munican el caso de un nifio de 11 afios portador
del sindrome de Macleod/Swyer-James con
bronquiectasias bilaterales, en el cual fue nece-
sario realizar una neumonectomia del pulmon
hiperlacido debido a la broncorrea, |as infeccio-
nes bacterianas recurrentes y €l deterioro clini-
CO progresivo que presentaba. En el seguimien-
to de 9 afios, consignan una importante mejoria
de lafuncion pulmonar, asi como también de su
calidad de vida, haciéndose incluso independien-
te del uso de oxigeno. En nuestros pacientes se
indicd neumonectomia no obstante la existencia
de dafio crénico en el pulmdn contralateral, dado
el riesgo vital inmediato que ellos presentaban.
En dos casos fue posible suspender e oxigeno
adicional poco tiempo después de la cirugia,
como resultado de la reduccion del shunt intra-
pulmonar condicionado por € pulmoén fisiol6-
gicamente excluido. Durante el seguimiento rea-
lizado hasta ahora, hemos observado que a pe-
sar de la limitacion ventilatoria restrictiva y
obstructiva severas que ellos presentan y los
elementos propios de dafio pulmonar crénico en
las TAC de control (patrén en mosaico, bron-
quiectasias), las dos nifias no han requerido nue-
vas hospitalizaciones y sus exacerbaciones han
disminuido. Se han mantenido sin necesidad de
oxigeno adicional y asisten con normalidad a
colegio. Ambas tienen una muy buena respuesta
a broncodilatador, con mejoria significativa de
su espirometria lo que hace suponer una
hiperreactividad bronquial asociada.

El caso del 3* paciente es diferente. El dafio
extenso del pulmén remanente ha ocasionado
un deterioro progresivo de su condicion clinica,
con requerimiento de oxigenoterapia permanente
y desarrollo de hipertension arterial pulmonar, lo
que hace que su prondstico a corto plazo sea
sombrio.
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En suma, podemos decir que la neumonec-
tomia representa un procedimiento extremo en
medicina y su indicacion debe ser valorada en
forma individual considerando las caracteristi-
cas del paciente y la situacién clinica 'y funcio-
nal en la que éste se encuentre. En nuestros
pacientes fue necesario realizarlaapesar del dafio
en e pulmon contralateral, dado el riesgo vita
que €ellos presentaban. En el transcurso de su
evolucion hemos observado una adaptacion sa-
tisfactoria en dos de €ellos, no obstante el signifi-
cativo deterioro en su funcion pulmonar. Es im-
portante destacar también que en dos de nues-
tros casos la adquisicion del adenovirus fue
nosocomial, o que hace necesario tomar medi-
das a fin de mejorar las técnicas de aislamiento
en enfermos respiratorios.
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