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Sequestro pulmonar: um
diagnéstico improvavel

Catia Amado,’ Ana Alves S.D.?

RESUMO

Introducao: O sequestro pulmonar é uma anomalia congénita rara. Pode ser definido como uma massa de tecido pulmonar
composto por tecido embriondrio cistico e alvéolos ndo arejados e desorganizados, sendo classificado como sequestro intralo-
bar (SIL) ou sequestro extralobar (SEL). O SIL tem maior incidéncia, com igual distribuicdo relativamente ao sexo. Costuma apre-
sentar manifestagdes clinicas mais tardias, geralmente por infegdes respiratdrias recorrentes, hemoptises e dispneia. O SEL tem
menor prevaléncia, afeta maioritariamente o sexo masculino, sendo o seu diagndstico mais precoce. O tratamento de eleicdo
é a ressecdo cirdrgica do tecido pulmonar sequestrado, com bom prognéstico.

Descricdo do Caso: Mulher de 39 anos, raca caucasiana, que trabalhava em artes plasticas. Com antecedentes pessoais de ro-
sacea e tuberculose pulmonar, sem medicagdo habitual ou alergias. Referia habitos tabagicos e alcoélicos socialmente. Iniciou
quadro de tosse seca e febre vespertina, com cerca de quinze dias de evolugdo, o que a fez recorrer a médica de familia (MF),
em 30/11/2020, D15, tendo sido pedida uma radiografia do térax de incidéncia pdstero-anterior e analises. Dirigiu-se ao ser-
vigo de urgéncia (SU), D43, por manutencgao dos sintomas, onde foi medicada com azitromicina 500 mg id, 3 dias, desloratadi-
na 5 mg id, 20 dias, e prednisolona 5 mg, bid, 4 dias. Por auséncia de melhoria, e apds ter recorrido novamente ao SU, recorreu
a sua MF onde continuou o estudo e foi referenciada para consulta de pneumologia, tendo sido diagnosticado sequestro pul-
monar. Foi encaminhada para cirurgia toracica, tendo efetuado lobectomia. Atualmente, em seguimento pés-cirtrgico, com re-
missdo da sintomatologia e bom prognéstico.

Comentario: A investigacdo etioldgica da sintomatologia desta doente colmatou com um diagnéstico improvavel de seques-
tro pulmonar. Este caso realca a relevancia do papel dos métodos de imagem neste tipo de patologias e a importancia de uma
boa articulacdo entre os cuidados de salde primarios e secundarios, através de uma célere referenciagao.
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INTRODUCAO
s malformacdes pulmonares originam-se a
partir de falhas no desenvolvimento embrio-
nario.! O sequestro pulmonar é uma anoma-
lia congénita rara, correspondendo entre 0,15
e 6,45% dos casos de malformacdo pulmonar.! A sua
etiologia estd mal esclarecida. A teoria mais ampla-
mente aceite sugere que resulta da formacao de um es-
bogo pulmonar acessério em posi¢do caudal em rela-
¢a0 aos esbocos pulmonares normais, 0 que acontece-
rd entre a quarta e a oitava semanas de gestacdo.? Ne-
nhuma anomalia cromoss6émica foi identificada nos
doentes que apresentavam sequestro pulmonar.®

1. Médica Interna de Medicina Geral e Familiar. Unidade de Satde da Ilha do Faial.
Acores, Portugal.

2. Médica Assistente de Pneumologia. Hospital da Horta, Ilha do Faial. Acores,
Portugal.

O sequestro pulmonar pode ser definido como uma
massa de tecido pulmonar composto por tecido em-
briondrio cistico e alvéolos ndo arejados e desorgani-
zados, além de outros componentes do trato respira-
tério.! Divide-se em sequestro intralobar (SIL) e extra-
lobar (SEL), dependendo da existéncia de um revesti-
mento pleural préprio.'+*

O SIL corresponde a aproximadamente 75% dos ca-
sos, sendo mais comum nos lobos inferiores a esquerda,
com igual distribuicdo em relagdo ao sexo.'** Costuma
apresentar manifestacoes clinicas mais tardias, por vol-
ta da segunda década de vida, geralmente por infecoes
respiratdrias recorrentes, hemoptises e dispneia.'?

O SEL representa cerca de 25% dos casos desse tipo
de malformacdo pulmonar. Também ocorre, predomi-
nantemente, nos lobos pulmonares inferiores a
esquerda, mas ao contrdrio do SIL apresenta maior
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prevaléncia no sexo masculino (4:1).! A apresentacao
clinica costuma ocorrer nos primeiros meses de vida.*

Em qualquer dos casos, e por defini¢ao, a vasculari-
zacdo arterial provém da circulagao sistémica, mais ha-
bitualmente da aorta, através de uma ou mais artérias
an6émalas e a drenagem venosa de veias sistémicas,
como a veia cava inferior ou a veia 4zigos.>

Apés o nascimento, as manifestagdes clinicas possi-
veis sdo as infe¢oes pulmonares recidivantes ou créni-
cas ao nivel do tecido pulmonar anémalo, com febre e
tosse (a manifestacao clinica mais frequente nos casos
de SIL), sindroma de dificuldade respiratéria, dificul-
dade na alimentagdo, dor abdominal, insuficiéncia car-
diaca congestiva ou de alto débito (com shunt esquer-
do/direito, devida ao grande calibre dos vasos arteriais),
hemoptises ou hemorragia intratordcica macica.

Os diagnosticos diferenciais desta patologia séo:
malformacao adenomatoide quistica pulmonar, quis-
tos broncogénicos ou quistos de duplicagdo entéricos,
lesdes da suprarenal e do rim, hemangiomas, linfan-
giomas, teratomas e neuroblastomas.?

Este tipo de malformacdo pode ser inicialmente vi-
sualizado na radiografia de térax como uma hipo-
transparéncia homogénea. A confirmacgdo diagnéstica
é realizada através da tomografia computorizada tora-
cica, ressondncia nuclear magnética ou arteriografia,
sendo este dltimo exame o melhor método diagndsti-
co.! Os estudos de imagem assumem um papel impor-
tante no diagnostico do sequestro pulmonar e sobre-
tudo na identificacdo dos vasos aberrantes, essencial
para o planeamento cirtrgico.>¢

O tratamento de eleigdo é a ressecdo cirdrgica do te-
cido pulmonar sequestrado.®

No caso de nao existirem outras anomalias congéni-
tas significativas, o progndstico é geralmente favoravel.®

O caso apresentado descreve uma doente com se-
questro pulmonar, com 39 anos, com sintomatologia
inespecifica e pretende alertar para a importancia de
suspeicdo clinica desta patologia que, apesar de rara,
deve ser colocada como opgao diagnéstica. Além dis-
so, evidencia a necessidade de ser feita uma avaliacdao
completa do doente, utilizando de forma assertiva os
meios complementares de diagnéstico.

DESCRICAO DO CASO
A.E, sexo feminino, 39 anos, raca caucasiana, natu-
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ral e residente nos Acores, casada. A nivel socioprofis-
sional exercia funcdes em artes pldsticas (ultimamen-
te praticava o uso de tintas de dgua e tecidos). Habita-
va numa residéncia, com o marido e os dois filhos e ti-
nhaum gato como animal de estimacdo. Antecedentes
pessoais de rosicea e tuberculose pulmonar com pri-
moinfecdo ao nascimento. Negava infe¢des respirato6-
rias de repeticao tanto nainfancia como naidade adul-
ta. Sem internamentos ou cirurgias anteriores. Tinha o
Plano Nacional de Vacinacao atualizado, sem ter feito
vacina anti-influenza ou vacina antipneumocécica.
Sem medicacdo habitual. Negava alergias medicamen-
tosas e ndo medicamentosas. Referia habitos tabégicos
e alcodlicos socialmente e negava habitos toxicolégicos.
Como antecedentes familiares referia que a mae teve
tuberculose enquanto estava gravida da doente. Sem
outros antecedentes familiares relevantes.

Iniciou um quadro de tosse e febre vespertina com
cerca de quinze dias de evolucdo, tendo recorrido a
consulta da médica de familia (MF), em 30/11/2020,
D15. Nao apresentava alteracdes ao exame objetivo. A
MF pediu uma radiografia do térax com incidéncia p6s-
tero-anterior e andlises. Recorreu ao servico de urgén-
cia (SU) em 28/12/2020, D43, por manutencao de tos-
se seca e febre vespertina. Foi pedido teste COVID-19,
que foi negativo, tendo sido medicada com azitromici-
na 500 mg id, trés dias, desloratadina 5 mg id, durante
vinte dias, e prednisolona 5 mg bid, quatro dias.

Ap6s cerca de uma semana, em 03/01/2021, por ndo
apresentar melhoria da tosse recorreu novamente ao
SU. Sem altera¢des descritas no exame objetivo. Ndo fo-
ram pedidos métodos complementares de diagndstico.
Foi medicada com pseudoefredina e tripolidina 60 mg
+ 2,5 mg id, durante sete dias.

Em 14/02/2021, D91, por persisténcia da tosse seca
associada a dispneia e dor tipo pleuritica, que agrava-
va com a inspira¢do profunda, recorreu a sua ME Nao
apresentava outras alteracdes ao exame objetivo. Ana-
liticamente, em 01/02/2021: sem leucocitose, neutroé-
filos 72,6%, VS 28 mm, PCR 1,22 mg/dL. Radiografia do
térax com uma incidéncia péstero-anterior, de 11/12/
/2020, com ligeira retificacdo das hemictpulas dia-
fragmaticas e aumento dos espacos intercostais. Foi-lhe
solicitada uma TC torécica sem contraste e medicada
com acetilcisteina 600 mg id, bilastina 20 mg bid e pa-
racetamol 1000 mg tid.
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Figura 1. Radiografia de térax na incidéncia pSstero-anterior e perfil esquerdo (12/03/2021). Incidéncia péste-
ro-anterior: sem alteragdes de novo; Incidéncia de perfil esquerdo: imagem hipotransparente no terco inferior.

Atomografia computorizada (TC) tordcica sem con-
traste, pedida pela ME foi efetuadaa27/02/2021, D104,
apresentando pequeno colapso da base pulmonar es-
querda, associado a pequenissimo derrame. Além des-
tas alteracdes, eram também descritas, no relatério de
imagiologia, enfisema subpleural nos dpices pulmona-
res mais frequentes a esquerda e pectus excavatum, sem
outras alteracoes valorizaveis dos tecidos moles. Foire-
ferenciada a consulta de pneumologia, pela ME em
04/03/2021, D109, medicada com bilastina 20 mg,
2 bid, paracetamol 1000 mg tid, sem alivio terapéutico.

Foi observada em consulta de pneumologia, cinco
dias depois, D114, onde foi solicitado Interferon-Gam-
ma Release Assays (IGRA), com resultado negativo, rea-
valiacdo analitica e radiografia do térax com incidén-
cia péstero-anterior e perfil esquerdo. Esta nova radio-
grafia do térax, D117, ndo apresentava alteracdes de
novo na incidéncia péstero-anterior; na incidéncia de
perfil esquerdo: pectus excavatum; ligeiro aumento do
espaco retroesternal; imagem hipotransparente no ter-
co inferior (compativel com derrame pleural esquerdo
organizado visualizado em TC tordcica de 27/02/2021)
(Figura 1).

Foirealizada ecografia tordcica, em 15/03/2021, que
excluiu derrame pleural. Assim, foi pedida TC torécica
com contraste e iniciou terapéutica inalat6ria com bu-

desonida 160 mcg/formoterol 4,5 mcg bid, na suspeita
de asma bronquica, que manteve cerca de dois meses,
sem melhoria significativa.

A TC toracica com contraste, realizada em 14/04/
/2021, D151, revelou consolidacdo parenquimatosa no
lobo inferior esquerdo, envolvendo o segmento basal
posterior e medial, que apresentava irrigagao por vaso
an6émalo com origem na aorta tordcica distal. Estes
achados eram compativeis com sequestro pulmonar
(Figura 2).

Foi referenciada a cirurgia toracica a 20/04/2021,
D157, medicada com budesonida 160 mcg/formoterol
4,5 mcg bid, bilastina 20 mg, 2 id, paracetamol 1000
mg, tid. A doente apresentava manutencado de tosse
seca, sem dispneia, pieira ou toracalgia e sem alteracoes
na auscultacdo pulmonar.

A doente foi submetida a lobectomia inferior es-
querda com laqueacdo de vaso anémalo por videoto-
rascoscopia (24/05/2021), D191, por sequestro pulmo-
nar. Como complicacao, de referir apenas pneumotoérax
espontdneo pequeno (sem necessidade de colocacao
de dreno). Realizou reabilitacdo respiratéria pés-ope-
ratéria em regime de internamento, que manteve em
ambulatério durante doze semanas. Na altura da alta
hospitalar foi suspensa a inaloterapia anteriormente
prescrita de budesonida 160 mcg/formoterol 4,5 mcg.
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Realizou TC tordcica com contraste, trés meses apos
acirurgia (23/08/2021), para reavaliacdo, que apresen-
tava apenas um pequeno derrame pleural esquerdo (Fi-
gura 3). Nesta data, na consulta de pneumologia, apre-
sentava remissdo da sintomatologia. Agendou-se se-
guimento anual em consulta de pneumologia com TC
tordcica com contraste. Continuou a realizar exercicios
de reabilitagdo respiratéria no domicilio e treino aeré-
bico, segundo indicacdes do fisiatra. Se nao existir al-
teragdo do quadro clinico, na préxima consulta de
pneumologia, apos TC tordcica, terd alta.

COMENTARIO

Relata-se o caso de uma doente com SIL localizado
no lobo inferior do pulméao esquerdo, proveniente de
um ramo andmalo da aorta tordcica distal, submetida
alobectomia inferior esquerda.

O sequestro pulmonar é uma anomalia congénita
de dificil diagnéstico devido a sua raridade.?

Além disso, o diagnéstico do sequestro pulmonar
pode ser dificil, uma vez que os sintomas, como dis-
pneia, infecoes respiratérias, hemoptise ou, menos fre-
quentemente, toracalgia, podem estar presentes em si-
tuacodes clinicas mais comuns, incluindo pneumonias
tipicas ou tuberculose.!

Outra dificuldade identificada no diagnéstico desta
doente diz respeito aidade de inicio da sintomatologia,
neste caso aos 39 anos de idade, uma vez que nesta pa-
tologia surge maioritariamente em idades mais preco-
ces.

No entanto, o diagnéstico precoce é de extrema im-
portancia para prevencao de infecdes respiratérias de
repeticao, muitas vezes refratdrias ao tratamento com
antibioticos.? Neste caso, a doente realizou azitromici-
na sem beneficio terapéutico.

De realcar a extrema importancia em efetuar o pe-
dido de métodos complementares de diagnéstico de
forma adequada, nomeadamente no que diz respeito a
radiografia de térax com duas incidéncias. Neste caso,
a doente tinha efetuado uma radiografia do térax ini-
cial apenas com incidéncia pdstero-anterior. Sem a in-
cidéncia de perfil ndo era percetivel qualquer alteracao
que sugerisse o diagndstico de SIL. Quando foi efetua-
da a radiografia com as duas incidéncias, numa tenta-
tiva de evitar nova TC toracica, foi visualizada uma al-
teragdo que desencadeou o seguimento do estudo com
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Figura 2. TC toracica com contraste, antes da cirurgia (14/04/2021).
Consolidagdo parenquimatosa no lobo inferior esquerdo, envolven-
do o segmento basal posterior e medial, com irrigacdo por vaso ané-
malo com origem na aorta toracica distal.

Figura 3. TC toracica com contraste, depois da cirurgia (23/08/2021).
Pequeno derrame pleural esquerdo.

ecografia e segunda TC tor4cica, desta vez com con-
traste, que esclareceu o diagnéstico. Os métodos de
imagem assumem, assim, um papel importante e im-
prescindivel no diagnoéstico e tratamento do sequestro
pulmonar.
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Este caso demonstra também a importincia de uma 5. Oermann CM. Bronchopulmonary sequestration. UpToDate [Internet];
boa articulaqﬁo entre os cuidados de satde primérios 2021 [updated 2021 Aug 11]. Available from: https://www.uptodate.
L. . . .~ com/contents/bronchopulmonary-sequestration
e os secundarios, através de uma célere referenciacao;

o 6. Grécio RL. Sequestro pulmonar: trabalho de reviséo [dissertation]. Lis-
neste caso, com consulta na espemahdade de pneu- boa: Faculdade de Medicina, Universidade de Lisboa; 2014. Available

mologia no espago de cinco dias, o que facilitou o diag- from: https://repositorio.ul.pt/handle/10451/24526
nostico e o tratamento.
CONTRIBUTO DOS AUTORES

REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS Redacdo do draft original, CA; redacéo, revisdo e validacdo do texto final,
1. Belczak SQ, Silva IT, Bernardes JC, Macedo FB, Lucato LL, Rodrigues B, CA e AADS; supervisdo, AADS.

et al. Pulmonary sequestration and endovascular treatment: a case re-

port. | Vasc Bras. 2019;18:¢20180110. CONFLITO DE INTERESSES — ' '
2. SousaA, Costa J, Silva L. Sequestro pulmonar com diagnéstico pré-na- Os autores declaram n&o possuir quaisquer conflitos de interesse.

tal: caso clinico [Pulmonary sequestration with prenatal diagnosis: case R

report]. Acta Pediatr Port. 2007;38(3):117-9. Portuguese ENDERECO PARA CORRESPONDENCIA

Cétia Amado

3. Pégo-Fernandes PM, Freire CH, Jatene FB, Beyruti R, Suso FV, Oliveira

SA. Sequiestro pulmonar: uma série de nove casos operados [Pulmo- E-mail: katiamado2@msn.com

nary sequestration: a series of nine cases operated on]. ] Pneumol. https://orcid.org/0000-0003-3811-4604

2002;28(4):175-9. Portuguese
4. Pinto Filho DR, Avino A}, Brand&o SL. Extralobar pulmonary sequestra-

tion with hemothorax secondary to pulmonary infarction. J Bras Pneu- Recebido em 09-12-2021
mol. 2009;35(1):99-102. Aceite para publicacdo em 22-07-2022
ABSTRACT

PULMONARY SEQUESTRATION: AN UNLIKELY DIAGNOSIS

Introduction: Pulmonary sequestration is a rare congenital abnormality. It can be defined as an embrionary mass of lung tis-
sue composed of the airway and alveolar elements, and it can be classified as pulmonary intrabolar sequestration (ILS) or ex-
tralobar sequestration (ELS). ILS is the most common, and males and females are equally affected. ILS is presented later in hu-
man life with infections, hemoptysis, and dyspnea. ELS is less prevalent, it presents a male predominance, and normally it is
diagnosed early. The main treatment is sequestered lung resection, with a good prognosis.

Case description: Woman, 39-year-old, Caucasian who worked as a plastic artist. She had a personal background of rosacea
and pulmonary tuberculosis, without medication or allergies. She was a social smoker and drinker. She went to the family’s doc-
tor on 30" November 2020, D15, due to a dry cough and vespertine fever. She was ordered to do posteroanterior thorax ra-
diography and blood tests. She went to the emergency room (ER), D43, due to the prevalence of the symptoms, where she was
prescribed azithromycin 500 mgs id, 3 days, desloratadine 5 mgs id, 20 days, and prednisolone 5 mgs, bid, 4 days. The patient
returned to the family’s doctor, after going again to ER, due to the lack of improvement. The patient was referred to pneumo-
logy by the family’s doctor and was diagnosed with pulmonary sequestration. She was sent for thoracic surgery and was sub-
mitted for lobectomy. Now, the patient maintains follow-up after surgery, without symptoms, and with a good prognosis.
Commentary: The etiologic investigation led to an unlikely diagnosis of pulmonary sequestration. This case highlights the re-
levance of complementary diagnostic methods in this kind of pathology and shows the importance of a good articulation bet-
ween primary and secondary health care, leading to an advantageous diagnosis and treatment.

Keywords: Pulmonary sequestration; Cough; Radiography; Case report.
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