28

NOTA CLINICA

PEDIATRICA

Acta Pediatr Esp. 2012; 70(1): 28-30

Bronquiolitis obliterante postinfecciosa
con presentacion radiolégica como

pulmoén hiperclaro unilateral
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Resumen

El sindrome de Swyer-James McLeod, o pulmdn hiperclaro uni-
lateral idiopatico, es una entidad fundamentalmente radioldgi-
ca caracterizada por una hiperclaridad de uno o mas lébulos, o
de un pulmén entero. El tamafio pulmonar puede ser normal o re-
ducido. Existe una desviacién mediastinica hacia el lado afec-
tado durante la inspiracién, con disminucién del movimiento
diafragmatico homolateral; se observa una escasa vasculariza-
cién del pulmén, con un patrén broncogréfico peculiar, que
puede acompaharse, como en este caso, de bronquiectasias.

Se presenta el caso de un varén diagnosticado a los 2 meses
de vida de bronquiolitis, que evolucionaria hacia el desarrollo de
este sindrome.
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Abstract

Title: Postinfective obliterative bronchiolitis presenting as a
hyperlucent lung

Swyer-James Mcleod syndrome or unilateral hyperlucent
lung is basically a radiologic entity, defined by one or more hy-
perlucent lung lobus, or a complete hyperlucent lung. Lung size
may be normal or reduced. There is a mediastinal deviation
towards the affected hemithorax during inhalation and a limited
diaphragmatic movement. Poor lung vascularization is also apre-
ciated and a characteristic bronchographyc pattern. It may be
associated to bronchiectasias as it happened in our patient.

We introduce a case of a two months old male infant diag-
nosed of serious RSV + bronchiolitis, needing intensive care.
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Introduccion

El pulmén hiperclaro unilateral es un sindrome radiografico que
comprende diferentes entidades entre las que hay que hacer el
diagnéstico diferencial, una vez descartadas las debidas a fac-
tores técnicos, como las anomalfas de los tejidos blandos, la
patologia pleural y varias enfermedades intrapulmonares que
afectan a las arterias pulmonares, las vias respiratorias o al
parénquima. El tamafio pulmonar puede ser normal o reducido,
y existe una desviacion mediastinica hacia el lado afectado
durante la inspiracién, con disminucién del movimiento dia-
fragmatico homolateral; se observa una escasa vascularizacion
del pulmén afectado, con un patrén broncogréafico peculiar.

Caso clinico

Segundo gemelo varén, nacido por cesérea a las 35 semanas
de gestacion. La madre era fumadora habitual de cannabis y

Fecha de recepcion: 27/01/10. Fecha de aceptacion: 17/06/10.

presentaba hepatitis B en el primer trimestre de la gestacion.
El liquido amni6tico estaba tefiido. En el test de Apgar se obtu-
vo una puntuacién de 5-8. Se realizd una reanimacion tipo 2. El
peso del recién nacido fue de 2,350 kg y la talla de 48 cm. Fue
ingresado en la unidad neonatal por presentar al nacer una
insuficiencia respiratoria (Silverman 4), y precis6 la aplicacién
de oxigeno al 40%. En el estudio radiografico de térax se cons-
taté la presencia de liquido libre en el parénquima pulmonar
derecho, que se diagnosticé como pulmén himedo neonatal.
En los dias siguientes al ingreso, el paciente presento ictericia
neonatal que precisé fototerapia, y fue dado de alta a los 15
dfas de vida, con un control radiografico de térax sin anomalias
evidentes.

Reingreso a los 2 meses por presentar una dificultad respi-
ratoria progresiva, en el contexto de un cuadro catarral, que se
diagnosticé de bronquiolitis VRS(+) y se inici6 tratamiento con
[3,. corticoides y adrenalina nebulizados, sin que el paciente
experimentase mejoria. En el estudio radiografico de térax pre-
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Figura 1. Electrocardiograma de un recién nacido con fldter
auricular (25 mm/s y 10 mm/mV) y una frecuencia auricular
de 380 lat/min con conduccion AV 2:1, 2:4

sentaba atelectasias segmentarias en el pulmén derecho, con
un notable atrapamiento aéreo en el pulmén izquierdo, una
desviacién del mediastino hacia la derecha y signos de pulmén
crénico. A las 48 horas se aprecié un empeoramiento progresi-
vo, con taquipnea de 80 respiraciones por minuto, incremento
de la afectacion ventilatoria, cianosis labial, marcada disminu-
cion del murmullo vesicular y crepitantes bilaterales, por lo que
fue trasladado a la unidad de cuidados intensivos pediatricos
(UCIP) por presentar una insuficiencia respiratoria aguda. En el
control radiografico de térax se afiadié a las imagenes previas
un patrén alvéolo-intersticial bilateral, precisando soporte ven-
tilatorio con ventilacion asistida durante 11 dfas, correcciones
hidroelectroliticas por hiponatremia y transfusién de concen-
trado de hematies. Se realizé una tomografia computarizada
(TC) de térax, que puso de manifiesto una importante pérdida
de volumen en el pulmén derecho, sobre todo en el I6bulo su-
perior, asi como atelectasias focales en el I6bulo inferior, con
presencia de una bulla en la region parahiliar derecha (figura 1);
el pulmén izquierdo estaba normal. Los resultados del ecocar-
diograma fueron normales. El paciente permaneci6 ingresado
un total de 6 meses, durante los que persistieron los hallazgos
auscultatorios de disminucién del murmullo vesicular en el he-
mitérax derecho y crepitantes bilaterales.

Durante las sucesivas revisiones en régimen externo que se
realizaron con posterioridad se constat6, a los 12 meses de
edad, la persistencia radiolégica de un pulmén derecho hiper-
claro con hiperinsuflacion del pulmén izquierdo y un desplaza-
miento homolateral de estructuras mediastinicas, que fue
diagnosticado de pulmdn hiperclaro unilateral (sindrome de
McLeod).

El paciente evolucioné de forma aceptable desde el punto de
vista clinico, realizando las actividades diarias acordes a su
edad y sin precisar nuevos ingresos hospitalarios, a pesar de la
manifiesta disminucion del murmullo vesicular. En la radiogra-
fia se observé la presencia de bronquiectasias, fundamental-

mente cilindricas, que predominaban en el I6bulo inferior dere-
cho, aunque también se apreciaban en los restantes l6bulos
pulmonares; la vascularizacion pulmonar aparecia discreta-
mente disminuida en algunos segmentos.

Actualmente, con 8 afios de edad, el nifio presenta un retra-
so ponderal evidente, con un peso de 18 kg (P3), una talla de
118 cm (P25) y un patrén mixto restrictivo-obstructivo en la
espirometria forzada (FVC del 68% y FEV, del 57%). Las lesio-
nes en la TC de térax son similares a las descritas con anterio-
ridad.

Discusion

La primera descripcion acerca de esta entidad fue realizada en
1953 por Swyer y James', que publicaron el caso de un nifio de
6 afos de edad con repetidos episodios de bronquitis, bronco-
neumonias y unas lesiones caracteristicas en el estudio radio-
grafico de tdrax, estableciendo las bases de lo que actualmen-

te constituye este sindrome. Un afio después, McLeod? publico
9 casos mas.

El sindrome de Swyer-James McLeod (SJM) es una enferme-
dad poco frecuente y compleja, caracterizada radiograficamen-
te? por la hiperclaridad de un pulmén, un I6bulo o una parte de
él, debida a la estructura vascular pulmonar anormal y a la
distensién de los espacios alveolares, que puede acompafiar-
se, como en este caso, de bronquiectasias®. La etiologia se
atribuye a una enfermedad adquirida tras una bronquiolitis y/o
neumonia virica diagnosticada en la infancia.

Actualmente, el SJM se considera como una forma de bron-
quiolitis obliterante que ocurre tras una infeccién pulmonar en
la infancia por adenovirus tipo 7, sarampidn, pertussis®, tuber-
culosis y micoplasma®, entre otros. La aspiracion de cuerpo
extrafio, la irradiacion y la ingesta de hidrocarburos’ son otras
causas que cabe tener en cuenta (tabla 1). La mayoria de los
casos aparecen después de uno o varios episodios de neumo-
nia, y se puede incluir en este trastorno una vasculitis oblite-
rante, lo que explicaria la gran disminucion de la perfusiony de
las marcas vasculares en el lado afectado.

Como se recoge en la bibliografia, este caso corrobora la
etiologfa infecciosa del SUM: el nifio presenté a los 3 meses de
edad una bronquiolitis VRS(+) severa, por lo que precis¢ ingre-
so en la UCIP, con sobreinfeccién respiratoria posterior y apari-
cién de bronquiectasias centrales de tipo cilindrico que persis-
tieron en ulteriores revisiones.

Los resultados de las pruebas de funcién pulmonar varfan
con la proporcién de pulmén afectado. En este caso, la espiro-
metria realizada en el (ltimo afio presentaba una afectacion de
la mecanica ventilatoria y un patrén mixto con escasa mejorfa
respecto a anteriores estudios (FVC del 69% y FEV, del 54%).

En general, las manifestaciones radiograficas se reconocen
con facilidad, caracterizandose por una hiperclaridad pulmonar
unilateral o lobar, originada por la alteracién en la perfusion
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Pulmén hiperclaro unilateral®
1. Volumen pulmonar aumentado:

A. Con atrapamiento aéreo:

e Cuerpo extrafio

© Compresion bronquial

e Enfisema lobar congénito

e Atresia bronquial

® Imégenes quisticas:

— Malformacién adenomatoidea quistica
— Tuberculosis pulmonar

B. Sin atrapamiento aéreo:

o Atelectasia

® Exéresis

o Cicatriz pulmonar

2. Volumen pulmonar normal o reducido:
A. Con atrapamiento aéreo:

e Sindrome de Swyer-James McLeod

B. Sin atrapamiento aéreo:

e Agenesia de la arteria pulmonar
 Hipoplasia de la arteria pulmonar
e Tromboembolia pulmonar

junto con el mayor atrapamiento aéreo del pulmén afectado
durante la espiracion. Es un signo radioldgico imprescindible
para el diagndstico, reflejo de la obstruccion de las vias respi-
ratorias, y de utilidad para diferenciar este sindrome de otros
trastornos que pudieran dar origen a la hiperclaridad unilateral
o lobular®.

El diagndstico diferencial habria que establecerlo con lesio-
nes parcialmente obstructivas intrabronquiales, que pudieran
originar imagenes radioldgicas®'? similares al sindrome que
nos ocupa, y esté indicada la realizacién de una fibrobroncos-
copia, aunque actualmente la TC helicoidal'" también constitu-
ye un método rapido y fiable para establecer el diagnéstico del
SJM, puesto que nos permite realizar reconstrucciones tridi-
mensionales del &rbol bronquial, a la vez que efectuar estudios
angiogréaficos, y puede ser igualmente efectiva, pero adn no
esta disponible en muchos centros hospitalarios.

Todavia no se ha establecido un tratamiento especifico del
sindrome que nos ocupa, salvo las medidas sintomaticas, el
adecuado uso de antibiéticos y, como neumopatia crénica, las
medidas profilacticas recomendadas habitualmente. Tal es el
caso de las vacunaciones antigripal y antineumocécica, junto
con el calendario vacunal habitual'.

En cuanto al pronéstico, éste es bueno cuando no hay enfer-
medad asociada, y los sintomas pueden disminuir con el paso
del tiempo. El nifio del caso presentado tiene actualmente

8 afios de edad y realiza una actividad fisica diaria aceptable
para su edad, aunque presenta una lenta mejorfa en los contro-
les espirométricos; continla las revisiones semestrales en
nuestra unidad de neumologia infantil.

Conclusiones

1. Dada la severidad del SUMy la importancia del tratamiento
precoz y enérgico de las infecciones pulmonares y las lesio-
nes asociadas para su correcta evolucién y mejoria pron6s-
tica, hemos de pensar en su diagnéstico ante infecciones
respiratorias cronicas, sobre todo durante el periodo neona-
tal y la primera infancia.

2. La TC tordcica helicoidal constituye un método répido y fia-
ble para el diagnéstico, ya que permite realizar reconstruc-
ciones tridimensionales del arbol bronquial y estudios angio-

graficos. I
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