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RESUMEN

Introduccion. En casos graves de pectus excavatum (PE), el hundi-
miento esternal ocasiona distorsion del corazén y grandes vasos. Nuestro
proposito fue determinar si existe compresion de la vena cava inferior
(VCI) en estos pacientes.

Métodos. Estudio retrospectivo de pacientes con PE grave valorados
entre 2015 y 2017. Se efectuaron mediciones del didmetro anteropos-
terior (AP) y transverso de la VCI suprahepdtica a su paso por el hiato
diafragmadtico en imdgenes de RM-cardiaca. Estas se compararon con
las medidas de pacientes a los que se les realizé una RM o TC por otro
motivo, ajustando los datos para edad y sexo.

Resultados. De los 81 pacientes, 28 casos y 53 controles, el 63%
fueron varones con una edad media de 12,9+0,5 afios. Se identificaron
diferencias significativas entre los grupos, tanto del didgmetro AP como
del transverso: 13,3+0,75 mm vs. 15,8+0,76 mm (p=0,001) y 28,8+1,34
mm vs. 27,1+0,89 mm (p=0,045), respectivamente. Tras ajustar los datos
para edad y sexo, estas diferencias solo fueron significativas para el
didmetro AP de la VCI en hombres: 12,7+0,5 mm (IC95% 11,66-13,79
mm) vs. 16,6£0,5 mm (IC95% 15,69-17,56 mm) (p=0,000). EI coefi-
ciente de correlacién de Pearson del didmetro transverso de la VCI con
el indice de Haller fue r=0,471 (p=0,01).

Conclusién. Los varones con un hundimiento esternal grave asocian
alteraciones en el didmetro de la VCI que pueden indicar compresion
de la misma. Estos cambios se correlacionan con la gravedad del PE
y podrfan justificar algunos sintomas y alteraciones cardiovasculares
encontradas en estos pacientes.
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INFERIOR VENA CAVA COMPRESSION IN CHILDREN
WITH PECTUS EXCAVATUM

ABSTRACT

Introduction. In severe cases of pectus excavatum (PE) the sternal
depression may cause distortion of the cardiac chambers and great ves-
sels. The aim of our study was to determine if the sternal impingement
causes significant inferior vena cava (IVC) compression.

Methods. Retrospective study of patients with severe PE assessed
between 2015-2017. The antero-posterior (AP) and transverse diameters
of the suprahepatic IVC were measured on a cardiac-MRI at the level
of the diaphragmatic hiatus. Results were compared with patients that
had a thoracic image study performed for other causes, adjusting for
age and sex.

Results. Among the 81 patients, 28 cases and 53 controls, 63%
were males and had a mean age of 12.9+0.5 yrs. Significant differences
were found between groups in both AP and transverse diameter of the
IVC: 13.3+0.75 mm vs. 15.8+0.76 mm (p=0.001) and 28.8+1.34 mm vs.
27.1+0.89mm (p=0.045) respectively. After adjusting for age and sex,
these differences were only statistically significant for AP IVC diameter
in males 12.7+0.5 mm (95% CI 11.66-13.79 mm) vs. 16.6+0.5 mm (95%
CI 15.69-17.56 mm) (p=0.000). The Pearson correlation coefficient for
the Haller index was r=0.471 (p=0.01).

Conclusion. Male patients with severe sternal depression show
changes in the IVC diameter that may correspond to compression. These
changes are correlated with the severity of the deformity and can justify
certain clinical symptoms and cardiac function abnormalities in patients
with severe PE.

KEY WORDS: Pectus excavatum; Inferior vena cava compression; chil-
dren; MRI

INTRODUCCION

El pectus excavatum (PE) es 1a malformacién més frecuen-
te de la pared tordcica anterior. Afecta a 1 por cada 300-400
nacidos vivos, con una ratio hombre:mujer de 5:10-3.

Durante afios la indicacién de la correccidn quirdrgica
del PE se ha basado en las repercusiones psicoldgicas del
paciente, considerdndose una deformidad meramente cosmé-
tica*9). Las alteraciones de la funcidn cardiaca asociadas al
PE cambian este paradigma y por lo tanto han sido motivo de
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controversia. Es conocido que existe una gran dificultad para
demostrar una relacién causa-efecto debido a la gran variacion
de los elementos que influyen en la funcién cardiopulmonar®.
Sin embargo, el estudio del impacto negativo de la intrusién
esternal en la funcién cardiopulmonar y los efectos favorables
de la correccion han demostrado esta relacion*®7. Se han des-
crito alteraciones cardiacas como el desplazamiento y rotacién
del corazén secundaria a la depresion esternal, asi como una
compresion extrinseca del mismo®. Otras anomalias encon-
tradas en estos pacientes incluye el prolapso de la vdlvula
mitral, en probable relacién a la compresion continuada del
coraz6n®9. El andlisis de los pardmetros de gravedad del
PE y su relacion con el funcionamiento cardiaco mediante
resonancia magnética cardiaca ha permitido ahondar en la
fisiopatologia de esta malformacién, demostrando una me-
nor fraccién de eyeccion del ventriculo derecho®10-12. Otros
datos que incrementan la evidencia sobre el efecto del PE en
la funcién cardiopulmonar son los cambios postcorreccion
de la deformidad que consisten en el retorno del corazén a la
posicién normal, ademds de 1a mejoria de 1a funcién cardiaca.
Estos hallazgos son més evidentes durante el esfuerzo fisico y
cuando la correccion se realiza en niflos mds que en pacientes
adultos y en reposo®©7.13.14),

Aunque se ha demostrado la compresién cardiaca en el PE,
particularmente del ventriculo derecho, no existen suficientes
datos sobre la compresion de la vena cava inferior (VCI). Este
fendmeno ha sido sefialado previamente en casos aislados, en
los que ha sido responsable de sincope, pulso paradéjico y de
edema de miembros inferiores, entre otros sintomas!5-17, Es
por esto que el propdsito del estudio fue determinar si existe
compresion de la VCI en pacientes con PE en comparacion
con controles normales.

METODOS

Se realiz6 un estudio retrospectivo de casos y controles
apareados en el periodo 2015-2017. Se incluyeron como casos
aquellos pacientes con PE que tras una valoracion inicial en
consulta externa de cirugfa pedidtrica, fueron subsidiarios de
una prueba de imagen segtin protocolo: resonancia magnéti-
ca cardiaca (CRM). Finalmente, se incluyeron en el estudio
aquellos pacientes con PE moderado-grave teniendo como
punto de corte un indice de Haller mayor de 3,2 en la CRM.

Los controles fueron obtenidos mediante un muestreo
aleatorio simple a partir del listado de pacientes sin deformi-
dades ni alteraciones congénitas o quirdrgicas que afectasen
a la caja torédcica que habfan sido sometidos a una prueba de
imagen tordcica (TC tdrax). Se seleccionaron 2 controles por
cada caso de PE al realizar el ajuste por edad (+1 afio) y sexo
y se excluyeron los registros extremos.

El protocolo de estudio fue elaborado por el Servicio de
Radiologfa Infantil de nuestro centro basdndose en la biblio-
graffa descrita hasta el momento y en los medios disponibles
en el momento del estudio. Se realizaron los estudios de RM
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tor4cica en secuencias morfoldgicas eco de gradiente (ECG)
potenciadas en T2, sangre blanca 2D axial en inspiracién y
espiracion para valorar la deformidad de la caja tordcica. Ade-
mds, en corte coronal y sagital y en inspiracién permitieron
valorar posibles alteraciones asociadas en aorta y arterias
pulmonares. En las secuencias ECG-gated modo cine en 4
cémaras se evalud la repercusion de la deformidad tordcica
sobre las cdmaras cardiacas y las relaciones anatémicas es-
ternales con la auricula derecha y VCI. En las proyecciones
axiales se realizaron los cdlculos del didmetro anteroposte-
rior (AP) y transverso de la VCI suprahepdtica en milimetros
(mm), a nivel de su paso por el hiato diafragmético durante la
espiracion. En los controles, las mediciones de los didmetros
APy transverso se realizan en proyecciones axiales de la TC
durante inspiracion.

Las variables recogidas en todos los pacientes fueron:
edad, sexo e indicacion de la prueba de imagen. El dato ana-
lizado tnicamente en los casos fue el indice de gravedad de
PE (indice de Haller).

Los datos se expresaron en medias y desviacion estindar.
El andlisis estadistico se realiz6 mediante el programa SPSS
v20 y se consider¢ estadisticamente significativo un valor de
p<0,05. Inicialmente se realiz6 una descripcién de los grupos
y una T de Student con los datos en crudo, identificindose
escasos casos de mujeres en comparacion con los hombres
por lo que posteriormente se realizo el andlisis con los datos
pareados tanto por edad como por sexo. Se realizo el anéli-
sis estadistico mediante una ANOVA (Analysis Of Variance)
comparando el didmetro AP y transverso de la VCI en los
casos frente a los controles. Para analizar la relacion entre la
gravedad de la deformidad y el didmetro de 1a VCI (tanto AP
como transverso) se realizd un coeficiente de correlacion de
Pearson para el indice de Haller y dichas medidas.

RESULTADOS

En el periodo de estudio (2015-2017) se identificaron 28
pacientes con PE que cumplieron los criterios de inclusion
y se compararon con 53 controles seleccionados de forma
aleatoria. Los datos del estudio descriptivo de los 81 pacientes
se recogen en la tabla I.

El andlisis estadistico en crudo de estos datos demuestra
diferencias significativas entre las medias de los casos frente
a los controles, siendo el didmetro AP de la VCI de los pa-
cientes con PE mds corto y el transversal mds largo. Ademads,
se identificaron signos de compresion de 1a VCI con el ciclo
respiratorio en la CRM de los pacientes casos (Fig. 1) y al
compararlos con la TC de térax de los pacientes control del
mismo sexo y edad (Fig. 2).

Al realizar el ajuste por edad y sexo, inicamente se iden-
tificé una diferencia de 4 mm entre las medias del didmetro
AP de la VCI en los casos frente a los controles en hombres,
12,7+1,0 vs. 16,6+0,9 (IC 95%; p<0,05) respectivamente. No
se encontraron diferencias en el didmetro AP en las mujeres,
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Tablal.  Estudio descriptivo y comparacion de pacientes con
y sin PE*.
Casos (n=28)  Controles (n=53) p

Sexo

Hombre 23 (82,1%) 28 (52,8%)

Mujer 5 (17,9%) 25 (47,2%)
Edad 13+0,58 afios 12+0,66 afios
Indice de Haller 60,8 NA
en espiracion
dAP VCI 13,26£0,75 mm  15,82+0,78 mm 0,000
oTransverso VCI  28,75+1,34 270942092 0,045

*Las variables categdricas han sido expresadas en frecuencias absolutas.
Las variables continuas en media y desviacion tipica. NA: no aplica; AP
VCI: didmetro anteroposterior de la vena cava inferior. §Transverso VCI:
didmetro transverso de la vena cava inferior.

ni en el didmetro transverso de la VCI tanto en mujeres como
hombres (Tabla II).

El didmetro transverso de la VCI presentd una correla-
cidn lineal positiva con el indice de Haller, encontrdndose
un coeficiente de r=0,471 (p=0,01). Esto implica un aumento
del didmetro transverso de la VCI a medida que aumenta el
indice de Haller (Fig. 3). El didmetro AP de 1a VCI no se
correlaciond con la gravedad del PE segtin el indice de Haller.
Aunque se identificé un r=-0,256, demostrando que a medi-
da que aumenta el indice de Haller, disminuye el didmetro
AP de la VCI, los resultados no alcanzaron la significacién
estadistica (p=0,08).
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DISCUSION

La compresion de la VCI se ha descrito en casos aisla-
dos317, y se desconoce si esta compresion existe en cierto
grado en todos los pacientes con PE, y si se correlaciona con
la gravedad de la deformidad. La compresién de la VCI en
pacientes con PE viene definida por un menor didmetro AP
y mayor didmetro transverso de estos pacientes frente a los
controles. Este es el primer estudio que demuestra la diferen-
cia del calibre de la VCI en nifios con PE frente a nifios sanos.
Ademds, se logra demostrar una correlacion lineal positiva
entre el indice de Haller y la compresién de la VCI (medido
a través del didmetro transverso de la misma).

Fisiolégicamente, durante la inspiracion el diafragma des-
ciende, produciendo un aumento del retorno venoso de la VCI,
y por ello el didmetro de la VCI disminuye. Ademds, durante
el ejercicio aumenta el flujo venoso y, por lo tanto, la luz de
la VCI®), La relacién del PE con la compresion cardiaca y de
los grandes vasos continda siendo motivo de debate, debido
a la dificultad para cuantificar la misma.

En la bisqueda realizada se han identificado inicamente
tres casos publicados de compresion de la VCI en pacientes
con PE. El primer caso fue descrito por Yalamanchili et al.
en el 200509, y exponen el caso de un varén de 29 afios con
PE que asociaba intolerancia al ejercicio, pulso paraddjico
y desdoblamiento patolégico del segundo ruido cardiaco.
Se realiz6 una TC tordcica que demostr6 un indice de Ha-
ller de 7,18; sin identificarse datos de compresion cardiaca
extrinseca. Sin embargo, al realizar una CRM dindmica (con
ejercicio) se demostré compresion de la VCI a nivel del hiato
diafragmético con dilatacién secundaria del sistema venoso
hepatico.

Figura 1. Comparacion del calibre de
la VCI con el ciclo respiratorio en pa-
ciente con PE. Paciente con PE, estudio
de RM. Proyecci6n axial en inspiracién
(A'y B) y en espiracién (C y D). En
inspiracién se puede observar una
morfologia ovoide caracteristica de la
vena cava inferior (VCI) suprahepética
a su paso por hiato diafragmdtico. En
espiracién, la VCI presenta una dismi-
nucién muy caracteristica de la VCI con
disminucién llamativa del didmetro AP
(flechas rojas). Deformidad anterior del
PE (cabeza de flecha blanca).
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Figura 2. Comparacién de calibre de
VCI en paciente con PE (CRM) fren-
te a control sano (TC). A-B) Paciente
de 14 afos con PE, estudio de CRM.
Proyeccién axial en inspiracion (A)
con medidas de transversal de 20,8
mm y AP de 9,1 mm. En espiracién
(B) con medidas transversal de 23,4
mm y AP de 7,8 mm a su paso por el
hiato diafragmadtico. C-D) Estudio de
TC tordcico en caso control realizado
en inspiracion. Paciente de 14 afios sin
PE, anatomia de caja tordcica normal
sin patologia cardio-mediastinica. Me-
¥ didas transversal de 26 mm (C) y AP de
12,9 mm (D) de la VCI suprahepdtica
a su paso por el hiato diafragmatico.

TablaIl. Comparacion de medias del diametro AP y
transverso de la VCI ajustada por edad y sexo.
@Transverso
Sexo Grupo @¢APVCI (mm) p VCI (mm) p
Hombre Caso 12,7+1,0 0,000 284+14 0,922
Control 16,6+0,9 28,4+1,22
Mujer  Caso 13,952+22 0,280 28,029 0,227
Control ~ 15,267+1,0 26,1+1,3

QAP VCI: didmetro anteroposterior de la vena cava inferior en milime-
tros; §Transverso VCI: didmetro transverso de la vena cava inferior en
milimetros.

White et al. en el 200909 publicaron otro caso de com-
presion de VCI. En esta ocasion se trataba de una mujer de
22 afios con PE que consulté por episodios de sincopes re-
currentes, generalmente tras periodos prolongados de bipe-
destacion. Se realizé una CRM que demostr compresion de
la VCI durante la espiracién al obliterarse el espacio entre el
esternon y las vértebras tordcicas.

Finalmente, el tercer paciente lo presenta lannucci et al.(?
en el 2012, siendo el unico caso descrito en nifios. Se trataba
de una nifia de 11 aflos referida para valoracion cardiolégica
por edema progresivo bilateral de los miembros inferiores de 2
afos de evolucion. Durante la exploracién fisica, se identificé
ademds PE grave. Se realizé una CRM en la que se identifica
signos de compresion de la VCI a nivel de su unién con la
auricula derecha que justificaba la sintomatologia.
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Figura 3. Correlacion entre el didmetro transverso de la VCl y la gra-
vedad del PE. VCI: vena cava inferior; PE: pectus excavatum. Se puede
identificar una linea de tendencia ascendente, con una R2: 0,22.

En este estudio se realiza una comparacién de las me-
didas del didmetro AP de la VCI en controles sanos (TC en
inspiracion) frente a pacientes con PE (CRM en espiracion).
Aunque las medidas han sido realizadas en diferentes fases
del ciclo respiratorio, el colapso fisioldgico de la VCI durante

CIRUGIA PEDIATRICA



inspiracion corresponde al didmetro AP mds corto y transverso
mds largo posible en dicho paciente. Esto se compara con
medidas en espiracion en pacientes con PE que corresponden
a didmetros AP mds alargado y transverso m4s corto, ademas
de verdaderamente identificar el efecto de la intrusion del
esterndn en el torax.

El andlisis de los datos en crudo logra identificar diferen-
cias significativas entre los didmetros AP y transverso de la
V(I de los nifios con PE, en comparacién con nifios sanos
que se podria traducir en compresion extrinseca de la misma.
Taneja et al.(9, en un estudio de pacientes sanos demuestra
una correlacion positiva del didmetro de la VCI en nifios y su
edad, peso y talla. Debido a estas diferencias, hemos realizado
un ajuste por sexo y edad, para el andlisis de los datos sin el
sesgo de la variabilidad segin las medidas biométricas. Sin
embargo, al realizar dicho ajuste, tinicamente hemos logrado
demostrar una relacion entre el indice de Haller y el didmetro
AP de la VCI en hombres. Una posible explicacion de estos
resultados podria estar en relacion al escaso nimero de casos
particularmente de mujeres.

Los beneficios del uso de la CRM en el estudio preope-
ratorio de niflos con PE grave como son la ausencia de ra-
diacidn y el estudio de la relacién con el ciclo respiratorio y
cardiaco ha sido descrito previamente por los autores de este
articulot%10. En este estudio, la CRM, ademds, nos ha permi-
tido la valoracidn de imagenes detalladas tanto en inspiracion
como espiracién de los pacientes con PE y la comparacion
de las medidas de la VCI entre los casos y controles. Existe
un sesgo implicito e ineludible en la variabilidad de la misma
a lo largo del ciclo cardiaco, con la respiracion, la volemia,
el ejercicio, etc. Esta caracteristica permite que la medicion
de la VCI aporte datos sobre el estado hemodindmico de una
forma no-invasiva. Sin embargo, hace necesaria la creacién de
indices que eliminen dicho sesgo y permita la comparabilidad
de las medidas@02).

Las limitaciones del estudio surgen de su disefio retros-
pectivo, impidiendo la opcidn de obtener imdgenes asociadas
a una prueba de esfuerzo, para lograr definir la relevancia
clinica de los hallazgos. Con respecto al sesgo de realizar
medidas estdticas de procesos dindmicos, estimamos necesaria
la estandarizacion de las medidas de gravedad (fase del ciclo
respiratorio y cardiaco) para poder realizar estudios compa-
rativos a futuro. A pesar de estas limitaciones, cabe destacar
que este es el primer estudio que analiza sistematicamente las
dimensiones de la VCI en pacientes con PE mediante CRM
y que demuestra el efecto de la deformidad en las mismas.
Aunque los resultados son preliminares, y requieren validacion
posterior con estudios prospectivos, es una linea de investi-
gacion a futuro.

CONCLUSION

En este estudio se ha podido demostrar un menor didmetro
AP de la VCI en varones con PE que puede indicar compre-
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sion de la misma. Ademas, se identifico una correlacion lineal
positiva entre la gravedad del PE y la compresion de 1a VCL
Estos hallazgos podrian justificar algunos de los sintomas y
alteraciones cardiovasculares encontradas en pacientes con PE
graves como la intolerancia al ejercicio, sincope, arritmias,
etc. Estos datos sirven como fundamento para futuras lineas
de investigacion sobre las repercusiones de la deformidad en
la hemodinamia de los pacientes con PE.
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