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Resumo

0 sequestro pulmonar ¢ uma malformacdo incomum, representando 0,5-6% de todas as malformacoes pulmo-
nares, sendo geralmente diagnosticado na infancia. Dos dois tipos de sequestro pulmonar, intralobar e extralobar,
este ultimo ¢ o menos freqliente. O presente relato descreve o caso de um paciente do sexo feminino, de 32 anos,
com quadro de dor toracoabdominal e achados de radiografia e TC de tdrax revelando consolidagdo e derrame
pleural. A conduta inicial com toracocentese evidenciou hemotdrax. A seqliéncia diagndstica através da videotora-
coscopia permitiu o diagnostico de sequestro extralobar e a consequente conduta de conversdo para toracotomia
para resseccdo da lesdo com ligadura segura do pediculo vascular intercostal.

Descritores: Sequestro broncopulmonar; Hemotdérax; Infarto pulmonar.

Abstract

Pulmonary sequestration is an uncommon condition that accounts for 0.5-6% of all pulmonary malformations
and is typically diagnosed in childhood. Of the two forms of pulmonary sequestration, intralobar and extralobar,
the latter is less frequently encountered. The current report describes the case of a 32-year-old female patient with
chest and abdominal pain. Imaging (chest X-rays and CT scans of the chest) revealed consolidation and pleural
effusion. The initial thoracocentesis revealed hemothorax. Subsequent diagnostic video-assisted thoracoscopy
revealed extralobar pulmonary sequestration. Consequently, the therapeutic decision was to make the conversion
to thoracotomy in order to resect the lesion and safely ligate the intercostal vascular pedicle.

Keywords: Bronchopulmonary sequestration; Hemothorax; Pulmonary infarction.

Introducéo

clinicos e estd associado mais comumente com
outras malformagdes congénitas. Apresentamos
um caso de SEL que se manifestou com dor
toracica e hemotdrax, diagnosticado por video-
toracoscopia, e integralmente ressecado através
de toracotomia aberta.

0 sequestro pulmonar ¢ uma doenca
incomum, com uma incidéncia de aproxima-
damente 1,5% das malformagdes pulmonares
congénitas.!¥ Caracterizada pela aberrante
nutricdo arterial derivada da circulacdo sistémica,
0 sequestro pulmonar divide-se em sequestro
intralobar (SIL) e extralobar (SEL). Seu diagnds-
tico, na maioria dos casos, decorre de achados
radioldgicos ocasionais. No entanto, quando
presentes, as manifestacdes clinicas sdo caracte-
rizadas por pneumonias de repeticdo na infincia,

Relato de caso

Paciente feminino, 32 anos, branca, aten-
dida na emergéncia de um hospital tercidrio,

localizadas predominantemente no lobo inferior
do pulmio esquerdo.®?

Menos frequente do que o SIL, o SEL, por
ndo apresentar qualquer contato com a arvore
bronquica, raramente se manifesta com sintomas

com quadro de dor intensa, de inicio subito, na
transicdo toracoabdominal, a direita, com 24 h
de evolugdo. Apresentava-se inquieta, taquip-
néica (frequéncia respiratdria, 22 ciclos/min),
temperatura axilar de 37,7°C. Exames laborato-
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Figura 1 - CT de tdérax demonstrando presenca
de derrame pleural a direita e imagem de aspecto
expansivo junto a goteira paravertebral direita, na
regido postero-inferior.

riais gerais dentro dos limites da normalidade.
Amamentando ha nove meses. No atendimento
inicial, foram aventadas e descartadas as hipo-
teses de tromboembolismo pulmonar e de
cdlica renal. No entanto, a radiografia de tdérax
mostrava obliteracio do seio costofrénico direito.
0 estudo tomografico de torax confirmou a
presenca de derrame pleural associado a uma
area de consolidacio (Figura 1). A avaliacio do
servico de cirurgia toracica indicou a realizacdo
de toracocentese pela suspeita diagnostica de
derrame parapneumdnico. A pungdo pleural
revelou a presenca inequivoca de um hemotorax.
Mediante este achado, foi proposta a exploracio
do espaco pleural através de videotoracoscopia,
que identificou hemotdrax de moderadas propor-
¢Oes (aproximadamente 500 mL) junto a goteira
paravertebral. Apos a aspiracdo do conteudo
sangiiineo, foi possivel a visualizacdo de uma
area de aspecto hepatizado, sem contato com o
pulméo. A lesdo estava presa a coluna vertebral,
no recesso costodiafragmatico, na emergéncia
do segmento costal junto a apofise transversa,
por uma estrutura semelhante a um pediculo
vascular. Decidiu-se pela conversio para tora-
cotomia aberta para melhor abordagem deste
pediculo e remocdo da lesdo (Figura 2). Os
achados sugeriam fortemente a presenca de um
sequestro com torcdo e ruptura parcial do pedi-
culo vascular e infarto do segmento pulmonar
extralobar. A resseccdo da lesdo foi alcancada
apos a ligadura do pediculo vascular oriundo
da artéria e veia intercostais. O segmento da
veia intercostal andmala mostrava evidéncias de
ruptura e colapso prévios (Figura 3), o que poderia
explicar o sangramento. A cavidade pleural foi
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Figura 2 - Toracotomia para resseccdo do sequestro.
Seta indicando o local onde se encontrava o sequestro
pulmonar extralobar.

drenada com dreno tubular de calibre 28 French,
retirado no sequndo dia de pds-operatdrio.

A evolucio cirirgica transcorreu sem anor-
malidades, e a paciente recebeu alta no terceiro
dia de pos-operatorio.

No estudo anatomopatologico foi compro-
vado o diagnostico de SEL com infarto
caracterizado por necrose e hemorragia da leséo,
secundario a rotacdo do pediculo vascular sobre
0 proprio eixo.

A possibilidade de que a gravidez recente
tenha mobilizado a 4rea da sequestro e induzido a
rotacdo do pediculo foi considerada como a mais
provavel para explicar a apresentacio deste caso.

Discusséo

0 termo sequestro, que deriva do latim
sequestare e significa separar, foi primaria-
mente utilizado por Pryce, em 1946, quando ele
descreveu um caso de SIL e despertou o interesse
clinico pela entidade."? Posteriormente, outros
autores associaram anomalias pulmonares com
anormalidades do suprimento sanguineo, da
via aérea e do desenvolvimento do intestino
embrioldgico e do diafragma.(™

Atualmente, as malformacdes do pulméo
tém uma incidéncia estimada em 2,2-6,6%,
sendo o sequestro pulmonar a segunda
malformacio mais freqiiente (0,15-1,8%)." O
sequestro pulmonar ¢ definido como uma massa
de tecido pulmonar ndo-funcionante que recebe
suprimento sanguineo de uma artéria sistémica
andmala e que ndo se comunica com a arvore
bronquica normal, sendo dividido em SIL e
SEL.0-+%7 O SEL possui um revestimento pleural
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Figura 3 - Pediculo vascular do sequestro extralobar
ressecado.

proprio, enquanto o SIL compartilha do mesmo
revestimento pleural do pulmio normal.¢”

O SIL perfaz entre 75% e 85% dos achados
de sequestro pulmonar” e é considerado uma
doenca adquirida, com episddios de infeccdes
pulmonares recorrentes acometendo cerca de
50% dos pacientes até os 20 anos de idade.!->®
Os lobos inferiores estdo envolvidos em 98% dos
casos e, mais comumente, a esquerda (55-600%),
sempre acima do diafragma. A artéria que supre
o sequestro deriva geralmente da aorta toracica,
enquanto que a drenagem venosa tipicamente
¢ realizada pelas veias pulmonares (95%).57
Raramente, hd associacdo com malformacdes
congénitas, e ndo ha predomindncia sexual na
ocorréncia do SIL.

O SEL ¢ considerado uma doenca congé-
nita resultante de um ramo anormal do botdo
pulmonar que, em alguns casos, manteria a
ligacdo original com o intestino, permitindo
uma comunicacdo entre o sequestro e o sistema
gastrointestinal.” Tipicamente é uma lesdo
assintomatica, unica, ovdide ou piramidal, que
varia de 3 a 6 cm.”) O diagndstico de SEL é geral-
mente feito através de um achado ocasional em
radiologia tordcica de rotina ou incidentalmente
durante uma laparotomia ou toracotomia

O hemitorax esquerdo ¢ o mais acometido
(65% dos casos), e o sitio principal do SEL ¢
entre o lobo pulmonar inferior e o diafragma
(63%), podendo também ser encontrado em
topografia intra-abdominal (10-15%), medias-
tino anterior (8%) e mediastino posterior (6%).")
Existe predominancia do sexo masculino sobre o
feminino, numa razdo de 3-4:1.6:67,

Em mais de 60% dos casos de SEL,
coexistem outras anomalias congénitas, sendo
a hérnia diafragmética a mais comum (16%).
Aproximadamente 25% dos casos possuem
outra anormalidade pulmonar associada, como
hipoplasia pulmonar, malformacdo adenoma-
toide cistica e enfisema lobar congénito.!">7)

Em mais de 80% dos casos, o suprimento
arterial do SEL provém da aorta toracica ou
abdominal. Em 150%, a artéria responsavel pelo
aporte sanguineo advém de outra artéria sisté-
mica e em 5%, da artéria pulmonar. A drenagem
venosa ¢ predominantemente dentro da circu-
lacdo sistémica (veias azigos, hemiazigos ou cava
inferior). Em 25% dos casos, as veias pulmonares
drenam o sequestro.®7”

A cirurgia ¢ o tratamento para o sequestro
pulmonar. No caso do SEL, deve ser realizada a
sequestrectomia, e a identificacdo e o controle
do ramo arterial aberrante, acima ou abaixo do
diafragma, sdo imprescindiveis para prevencio
de hemorragia. O resultado pods-operatorio
costuma ser excelente.("37)

O diagndstico de SEL em adultos ¢ raro e
dificil, por ser uma doenca infrequente, com
achados radioldgicos inespecificos, pouco
lembrada para pacientes adultos e geralmente
assintomatica. Apenas ocasionalmente, o SEL
pode apresentar-se como episddios de infec-
¢oes pulmonares de repeticdo. Mesmo assim,
esta seria a sua apresentacdo sintomatica mais
descrita. Na literatura inglesa, numa revisdo
de 115 casos tratados por sequestro pulmonar
nos ultimos 25 anos, apenas 4 pacientes mani-
festaram dor (localizada no ombro, torax ou
regido abdominal alta). Em nenhum foi identifi-
cado infarto pulmonar.” Em outro estudo com
66 pacientes portadores de SEL submetidos a
cirurgia, o diagnostico pré-operatorio correto so
foi realizado em 6 deles.”

O hemotdrax ndo relacionado a trauma ¢
ainda mais raro no caso do SEL. Alguns autores
descreveram o caso de um paciente de 50 anos
cuja primeira manifestacdo do SEL foi a ocor-
réncia de um hemotorax macico e espontaneo.®
Ha 6 relatos na literatura da associacdo de
sequestro pulmonar e hemotdrax e, em 4 deles,
o hemotdrax sempre esteve relacionado ao SIL.
No caso daquele paciente, ndo houve referéncia
a torcdo vascular ou ao infarto pulmonar.®

Torcdo e infarto pulmonar foram descritos
apenas por alguns autores, em um paciente de
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13 anos, com dor abdominal intermitente.” Ndo
havia presenca de hemotdrax a toracotomia. A
dor intermitente foi associada a episddios de
torcdo com retorno a posi¢do normal posterior-
mente. A hipotese final para o infarto, a qual
também pode ser considerada no caso da nossa
paciente, foi de que a tor¢do da massa desenca-
deou uma oclusio venosa, sequida de congestio
e infarto secunddrio a trombose arterial.

Os mesmos autores enfatizaram que a adoles-
cente ndo apresentava outras anormalidades
pulmonares, além do SEL.”” No nosso relato de
caso, a paciente também nio era portadora de
outras malformacgdes. Esse ¢ dado relevante,
uma vez que o SEL estd fortemente associado
a co-ocorréncia de outras malformagdes congé-
nitas ou pulmonares.”?

O suprimento arterial intercostal, a locali-
zacdo a direita do sequestro, o sexo e a idade
da paciente sdo outros achados incomuns neste
relato de caso. As artérias intercostais, junta-
mente com artérias subcldvia, braquiocefalica,
esplénica e gastrica, atingem 15% dos casos de
suprimento arterial para o SEL. Nao ha descri¢cdo
da porcentagem referente exclusivamente ao
aporte sanguineo de artérias intercostais.”’ O fato
do sequestro estar localizado a direita também
¢ pouco descrito na literatura atual. Ha relatos
da predominancia da lateralidade esquerda de
90%,” mas em artigos mais recentes, o envol-

Sobre os autores

vimento do lado esquerdo acomete somente até
65% dos casos de SEL.” O SEL é caracteristi-
camente diagnosticado na infancia, apesar do
relato de diagnostico na 72 década de vida.™

Na revisdo da literatura nacional, ndo identifi-
camos relatos de SEL com hemotdrax secundario
ao infarto da lesdo.® Na literatura internacional,
localizamos somente um estudo.?
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