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Caso clinico

Malformaciones quisticas adenoideas del pulmdon.
iEstdn asociadas a contaminantes ambientales
inhalados?

(Cystic adenomatoid malformations of lung. Are those associated to inhaled environmental
pollutants?)

Noemi B Mérida,* Rosa Ma. Estrada,* Sergio Graham,* Miguel Angel Contreras,* Antonio Vega,*
Wendy Picasso, Alberto Orozco Gutiérrez*

RESUMEN

En este reporte se describen tres casos de nifos recién nacidos con malformaciones quisticas adenoideas del pulmén durante el
afio de 2008 en el hospital: registrando una incidencia anual de uno en 335 recién nacidos cuando la expectativa es de 1/25,000.
Se analizé la posibilidad de que los contaminantes aéreos ambientales pudieran estar relacionados con la MQA. No se encontré
que la contaminacién ambiental haya tenido relacién con la MQA, tnicamente se hallé que dos de las tres madres de estos nifios
habian recibido implantes mamarios de silicona: no parece haber asociacién con contaminantes ambientales con el incremento
en la frecuencia de MQA en el hospital.
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SUMMARY

This report describes three cases of newborns with adenomatoid malformation cystic (ACM) of lung born in 2008 in the hospital, with
an annual frequency to 1/335 cases per year (expected 1/25,000), we tried to find the factors that increased the frequency from 80 to
100 times is more than we could waited, so we tried to determine whether environmental air pollutants may be related to ACM. We
didn’t found a determinant risk factor, we only found in 2/3 patients with presence of breast silicone implant, we failed to associate the

air contaminants with this increment in the frequency of ACM.
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Las malformaciones adenomatoideas quisticas (MQA)
es una entidad patoldgica del aparato respiratorio pocas
veces observada, se reporta que acontece en 1:5,000 a
1:35,000 nifos recién nacidos, aunque la cifra mas acep-
tada es uno en 25,000 nacimientos.'?

Son anomalias estructurales hamartomatosas ca-
racterizadas por multiples quistes interconectados,
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desorganizados y de tamano variable, que pueden
contener paredes de cartilago, musculo liso, tejido
elastico y glandulas secretoras de moco.? Se desa-
rrollan a partir del tejido conectivo, cuando ocurre la
formacién del parénquima pulmonar: entre la sexta a
séptima semanas de gestacién.**

En este reporte se describen tres recién nacidos (RN)
con diagndstico de MQA registrados en el hospital en el
lapso de un afo. Ante esta desproporcionada frecuencia
en 1,005 recién nacidos, se pensé analizar su relacién
con respecto al registro de los contaminantes ambien-
tales de la ciudad de México en el afio de 2008 en que
nacieron los nifios con objeto de ver si tenian relacién
con las malformaciones.


http://www.medigraphic.com/espanol/e1-indic.htm

Mérida NB y cols. * Malformaciones quisticas adenoideas del pulmén

PRESENTACION DE LOS CASOS

Caso |. El primer caso fue el de un RN de sexo fe-
menino, nacido en abril de 2008, con fecha probable
de concepcién en agosto de 2007 y con un periodo de
organogénesis estimado entre agosto y noviembre de
2007. La madre de 31| afios con antecedente de prétesis
mamaria con silicona; tabaquismo y alcoholismo negados
e infeccién de vias urinarias (IVU) entre el segundo y
tercer trimestre de la gestacién: la que fue tratada con
nitrofurantoina y cefalexina; a las 20 semanas tuvo una
infeccién gastrointestinal por lo que recibié cefixime.
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Figura I. Radiografia de térax que muestra imdgenes de multi-
ples quistes en parénquima pulmonar.

Al nacer presenté dificultad respiratoria, segiin escala
de Silverman Anderson de 5/6, por lo que se le inicié
ventilacién mecanica asistida. Su evolucién fue mala,
con neumotérax bilateral, neumomediastino (Figura 1)
e hipertensién arterial pulmonar y fallece a las 6 horas
de vida. Se le toma muestra pulmonar por puncién para
estudio anatomopatolégico que reporté MAQ grado II.

Caso 2. También de sexo femenino, nacido en fe-
brero de 2009, con fecha concepcién estimada en junio
de 2008 y organogénesis entre junio y el 2 de septiem-
bre de 2008. Su madre de 3| afnos con antecedente de
tabaquismo positivo antes del embarazo; alcoholismo
negativo; infeccidn de las vias respiratorias superiores
en la semana 28-32 del embarazo, que fue tratada con
amoxicilina.

Al nacer presenté dificultad respiratoria (Silverman An-
derson 3) y a las |5 horas de vida tuvo neumotérax dere-
cho y 24 horas después manifesté neumotérax izquierdo,
por lo que fue manejada con sondas pleurales por nueve
dias, con evolucién favorable. La tomografia (TAC) del té-
rax reporté imagen de MAQ tipo Il (Figura 2).

Caso 3. RN de sexo femenino, nacido en febrero de
2008, con probable mes de concepcién en julio de 2007
y de organogénesis entre julio y octubre de 2008. La
madre tenia 30 anos y habia sido operada para instalar
una proétesis mamaria con silicona; tabaquismo y alcoho-
lismo negados. La madre tuvo infeccién de las vias uri-
narias, en el primer trimestre del embarazo, por lo que
recibié cefalotina por cinco dias.

Al nacer la nifa tuvo dificultad respiratoria, registran-
do un puntaje de Silverman Anderson de 4 en las pri-
meras 24 horas de vida; presenté neumotérax derecho
por lo que se coloca sello pleural que fue retirado a las
72 horas, por buena evolucién. La radiografia del térax
mostré imagen radioltcida en el hemitérax derecho. La
tomografia axial computada mostré imagen quistica en

Figura 2. Tomografia computa-
da que muestra imdgenes quisti-
cas mayores a 2 cm.
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la porcién media de Ié6bulo medio del pulmén derecho,
compatible con MAQ Tipo | (Figura 3).

Todas las madres fueron interrogadas (intencional-
mente) en la busqueda de factores de riesgo para las
malformaciones pulmonares, postulando la hipétesis de
qué contaminantes ambientales pudieran estar actuando
como factor de riesgo asociados a la MAQ. Por lo que se
recopilé informacién de la concentracién diaria de gases
y particulas sélidas ambientales en la ciudad de México
en 2007-2008, que reporté el sistema de monitoreo at-
mosférico de la ciudad de México (SIMAT) [que registra
el indice metropolitano de la calidad del aire (IMECA)],
procurando obtener los reportes hechos de la contami-
nacién del aire en la zona Centro y Norte de la ciudad
de México® [sitio donde vivian las madres de los nifios
en estudio].

RESULTADOS

El promedio de edad en las madres fue de 30.6 afos
y ninguna tenia antecedentes familiares de enfermedad
adenomatoidea pulmonar, ambas negaron el antece-

dente de alcoholismo, los tres casos habian nacido en el
Distrito Federal y vivian en el Centro y Norte de la ciu-
dad. En dos las madres coincidieron con tener prétesis
mamarias de silicona.

Los reportes de contaminacién ambiental del area
donde vivian las madres durante su embarazo y particu-
larmente durante su etapa de embriogénesis no mostra-
ron coincidir con los picos de mayor contaminacién, que
pudiera corresponder a la mayor concentracién ambien-
tal de gases y materias sélidas (Cuadro | y Figuras 4ay b).

DISCUSION

Los factores de riesgo pueden ser genéticos, ambienta-
les o interaccién de ambos, en la literatura se reporta la
asociaciéon con consumo de alcohol durante la semana
8 a 10 de la gestacién. En ratones la presencia del gen
Hoxb-5 se ha asociado a malformaciones pulmonares.>*

Al nacimiento puede presentarse dificultad respira-
toria y en la radiografia de térax una imagen ocupativa
heterogénea con multiples interfaces radioltcidas y ra-
dioopacas de diferente tamano que se pueden asociar a

Figura 3. Radiografia de térax
y tomografia computada que
muestra imagen quiste Unico pa-
rahiliar derecho.

Cuadro |.Escala de evaluacién de los resultados de los niveles de contaminantes ambientales.

Valores Calificacién Color Recomendaciones

0-50 Buena Adecuada para llevar a cabo actividades al aire libre.

51-100 Regular Posibles molestias en nifios, adultos mayores y personas con enfermedades.

101 - 150 Mala Causante de efectos adversos a la salud en la poblacién, en particular los
nifos y los adultos mayores con enfermedades cardiovasculares y/o respira-
torias como el asma.

I51 - 200 Muy mala Causante de mayores efectos adversos a la salud en la poblacién en general,
en particular los nifos y los adultos mayores con enfermedades cardiovas-
culares y/o respiratorias como el asma.

>200 Extremadamente mala Causante de efectos adversos a la salud de la poblacién en general.

Se pueden presentar complicaciones graves en los nifios y los adultos ma-
yores con enfermedades cardiovasculares y/o respiratorias como el asma.
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Figura 4. A. Niveles de contaminantes ambientales en la Ciudad de México entre enero y diciembre del 2007. B. Niveles de contaminantes
ambientales en la Ciudad de México entre enero y diciembre del 2008.
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neumotodrax espontaneo y algunas ocasiones aparecen
como consolidacién.® En etapas tardias se presenta con
neumonias recurrentes, abscesos, neumotérax espon-
taneo y hemoptisis.” El tratamiento y el pronéstico de-
pende del tipo de la malformacién segtn la clasificacion
de MAQ.

La MAQ es poco frecuente (| de cada 25,000 naci-
mientos) sin embargo, en el hospital la frecuencia en ese
afio (abril 2007 a abril 2008) fue de 1:335 nacimientos,
lo que representa 80 a 100 veces la cifra esperada.

En el pais hay anualmente alrededor de 1,950,000
nacimientos, por lo que cabe suponer que ocurren 78
casos al afio y si la frecuencia de nifos nacidos con esta
enfermedad en el Hospital representaria que en el pais,
hubiesen ocurrido 5,820 casos.

La asociacién entre los contaminantes ambientales y
las malformaciones es ain motivo de discusién; un estu-
dio en 150,308 nifios nacidos entre 1998 y 2004 en Bris-
bane, Australia, examiné la posible asociacién entre la
contaminacion del aire y los defectos congénitos del co-
razén y del labio leporino y paladar hendido; se estudié
la concentracion de contaminantes en el aire en el lapso
de la semana tres a ocho del embarazo, encontrando
que el aumento en la concentracién de O, y de SO, se
asociaba con aumento del riesgo de defectos valvulares
del corazén.®

Por otra parte Kjoller et al’ incluyeron 279 nifios de
madres con implante mamario a quienes se les encon-
traron alteraciones de la motilidad esofagica, pero no
mostraron estar a mayor riesgo de tener malformacio-
nes congénitas o enfermedades del tejido conectivo.

Cabe pues destacar que el neumotérax es una com-
plicacion rara vez asociada con la MAQ pero tal parece,
por esta serie de tres casos en |,005 nifos recién na-
cidos, que se debe alertar la posibilidad que por algin
factor ambiental pueda contribuir causalmente con esta
enfermedad y se debe estar alerta ante la posibilidad de
las MAQ en recién nacidos que desarrollen neumotdrax
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en estadio neonatal temprano, especialmente entre los
que requieren soporte ventilatorio de cualquier tipo:
desde presién positiva continua a la via aérea o la venti-
lacién mandataria intermitente.
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