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La tos es un reflejo vital de proteccion de la via aérea que favorece su limpieza y previene la aspiracidn.

Puede generarse por multiples etiologias, por lo que es conveniente clasificarla segun el tiempo de evolu-

cién en aguda, subaguday crénica, lo que permite un mejor abordaje y manejo. La tos crénica, y en espe-

cial la refractaria a tratamiento o no explicada, es definida como aquella en la cual se han excluido mul-

tiples causas y no se conocen sus factores desencadenantes; lo que tiene gran repercusion en la calidad

de vida de los pacientes. Presentamos el caso de una paciente femenina en la quinta década de la vida,

con historia de 8 aios de presentar tos crénica no explicada, a quien se le realizé el estudio de la misma.

La tomografia computarizada de térax muestra tractos fibréticos escasos bibasales, bronquiectasias re-

trocardiacas, engrosamiento pleural focal izquierdo y hernia de Bochdalek izquierda. Por los diagnés-

ticos tomogrdficos, se programd cirugia tordcica video-asistida (VATS) uniportal izquierda diagndsti-

co-terapéutica para toma de biopsia del engrosamiento pleural y pulmonar por sospecha de fibrosis

pulmonar no usual y cura de hernia diafragmatica. Esto evidencié como hallazgo incidental un muiscu-
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lo intratordcico aberrante que por su sitio literature search has not been reported in

de origen e insercién al contraerse produce any series or case report. After total resec-
estimulacion bronquial y diafragmdtica lo tion of the muscle, the cough ceases.
que genera el cuadro clinico de tos crénica
no explicada, hallazgo que en la busque- Keywords: Cough, Chronic Cough, Unexplained Chronic Cough,
da bibliogrdfica realizada no ha sido repor- Aberrant Intrathoracic Muscle, Bochdalek Hernia, Uniportal
tado en ninguna serie, ni reporte de casos. Video-Assisted Thoracic Surgery.

Posterior a la reseccién total del musculo,

se logra el cese de la tos.

Introduccion

Palabras claves: tos, tos crénica, tos cronica no explicada, La tos es un reflejo que se encuentra a cargo del dé-
musculo intratordcico aberrante, hernia de Bochdalek, cirugia cimo par craneal o nervio vago. Este se da cuando

torécica video-asistida uniportal. los mecanorreceptores y quimiorreceptores ubica-

Abstract

Cough is a vital reflex of protection of the
airway that favors airway clearance and
prevents aspiration. This can be generat-
ed by multiple etiologies, so it is convenient
to classify it according to the time of evolu-
tion in acute, subacute and chronic cough,
allowing a better approach and manage-
ment. The chronic cough and especially
the refractory to treatment or unexplained
is defined as one in which multiple causes
have been excluded and its triggering fac-
tors are not known, which has great im-
pact on the quality of life of patients. We
present the case of a female patient in the
fifth decade of life, with a history of 8 years
of evolution of unexplained chronic cough,
who underwent studies. The chest CT scan
showed scarce fibrotic bibasal tracts, ret-
rocardiac bronchiectasis, left focal pleu-
ral thickening and left Bochdalek's hernia.
Due to the tomographic diagnoses, Left
Uniportal Video-Assisted Thoracic Sur-
gery (VATS) was performed to take a biop-
sy of the pleural thickening, and pulmonary
biopsy due to suspicion of unusual pulmo-
nary fibrosis, and diaphragmatic hernia re-
pair. This showed as incidental finding an
aberrant intrathoracic muscle, which due
to its site of origin and insertion, when con-
tracted produced bronchial and diaphrag-
matic stimulation, that generated unex-
plained chronic cough, a finding that in the

dos en la laringe, trdquea y en bronquios, asi como
también en nariz, senos paranasales, conducto au-
ditivo, pleura, pericardio, diafragma y estémago son
estimulados y envian sus sefiales a través de las fi-
bras A — Delta y fibras C, respectivamente, del ner-
vio vago y algunas ramas del glosofaringeo. Asi lle-
gan al centro de la tos, ubicado en el bulbo raquideo,
a nivel del ntcleo del tracto solitario, donde automda-
ticamente envian una sefial por la via eferente, que
comprende los nervios vago, frénico y espinales mo-
tores, que van a inervar faringe, diafragma, musculos
de la pared tordcica, musculos de la pared abdomi-
nal y del piso pélvico, que al contraerse, elevan la pre-
sién intratordcica, con la glotis cerrada, que al abrir-
se de forma subita produce el escape explosivo del
aire de la via aérea. Este nos permite realizar el acla-
ramiento de la via aérea, asi como la prevencién de
aspiracion hacia el drbol traqueobronquial X7 Este sin-
toma es causado por multiples etiologias, por lo que
para su evaluacién y manejo es conveniente clasifi-
carlo segun la duracién del sintoma en aguda, cuan-
do su duracidn es menor a 3 semanas, subaguda en-
tre 3 y 8 semanas, y crénica mayor a 8 semanas.t*
6-¢ Dependiendo de esta clasificacion podemos diri-
gir los métodos diagndsticos e intentar determinar la
causa que la ocasiona. Dentro de las causas mds fre-
cuentes de tos aguda, podemos encontrar neumonia,
exacerbacion de asma o EPOC, embolismo pulmonar,
falla cardiaca, infecciones de la via aérea superior o
inferior. Dentro de estas ultimas, es importante con-
siderar la bronquitis aguda, tos ferina y tuberculosis;
bronquiectasias, sindrome de via aérea superior, en-
tre otras.’3°-1° En cuanto a las causas de tos subagu-
da se deben considerar las mencionadas en las cau-
sas de tos aguda y se debe investigar también si esta
es postinfecciosa o es secundaria al aparecimiento o
exacerbacion de condiciones preexistentes mencio-
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nadas en tos aguda e investigar también enfermedad
por reflujo gastroesofdgico, bronquitis, ya sea exacer-
bacién aguda de bronquitis cronica o bronquitis eosi-
nofilica no asmdtica.’479-11 En cuanto a la tos créni-
ca, esta tiene una prevalencia global de 9,6% siendo
mayor en Oceania (18,1%), Europa (12,7%) y América
(11%), comparado con Asia (4,4%) y Africa (2,3).22 Es
importante descartar que sea por tabaquismo o ex-
posicién a medicamentos como IECA o sitaglipting,
de no deberse a estos, considerar las causas mds co-
munes como el sindrome de via aérea superior, asma,
bronquitis eosinofilica no asmdtica y ERGE,**7°! es
importante recordar que el cdncer pulmonar, asi co-
mo lesiones metastdsicas pleuropulmonares pueden
ser causa de tos en cualquiera de las etapas antes
mencionadas.'® Una vez que se ha realizado el estu-
dio de tos siguiendo los algoritmos recomendados en
las diversas guias clinicas, y que se han descartado
las etiologias antes mencionadas, como causa de tos
croénica, podemos catalogarla como tos crénica no ex-
plicada y redirigir esfuerzos diagndsticos y terapéu-
ticos para su control, incluso utilizando tratamientos
neuromoduladores de la tos,**'” ya que esta afecta
en gran medida el estilo de vida de los pacientes. Es-
to debe ser evaluado realizando a todos los pacientes
el cuestionario de tos de Leicester, que es una herra-
mienta reproducible y vdlida para medir la calidad de
vida en pacientes con tos crénica.*®

En este articulo presentamos el caso de una pa-
ciente con tos crénica no explicada refractaria a tra-
tamiento que fue sometida a cirugia tordcica video-
asistida uniportal izquierda (UVATS Izquierda) con un
hallazgo incidental, insdlito, Unico y que en la busque-
da bibliogrdfica realizada en PubMed, Embase y Co-
chrane no ha sido reportado. Esta fue la causa de tos,
mostré una aberraciéon anatémica de probable ori-
gen congénito, consistente en un musculo intratord-

Figura 1.

cico aberrante izquierdo con origen en el pericardio fi-
broso y bronquio principal izquierdo e insercién a nivel
de diafragma izquierdo en su centro tendinoso, que al
ser resecado corrige el cuadro de tos crénica no ex-
plicada.

Caso clinico

Paciente femenina de 49 anos de edad, sin antece-
dentes médicos, ni exposicion a tabaco u otras sus-
tancias quimicas, con historia de 8 afios de evolucidn
de tos, no productiva, constante, la cual fue evaluada
por multiples especialidades para el manejo y evalua-
cién del caso, entre las cuales destacan medicina in-
terna, neumologia, otorrinolaringologia, gastroente-
rologia, alergologia e inmunologia e infectologia.

Se le realizaron multiples estudios para descartar
causas de la tos y recibié mdltiples tratamientos. Fue
manejada por asma, sindrome de via aérea superior
y ERGE sin mejoria, con estudios microbioldgicos ne-
gativos a bacterias, hongos y micobaterias, pHmetria
y manometria esofdgica normal, estudios radiogrdfi-
cos de imagen de senos paranasales y térax normal,
espirometria normal. Paciente con una puntuacion de
4,95 en el cuestionario de tos de Leicester distribuido
en puntaje seguin sus dominios en fisico 2,38, psicolé-
gico 1,57 y social 1, lo que denota una gran repercu-
sién en la calidad de vida.

Se le realizé tomografia computarizada de térax
en septiembre 2020 que evidencid: tractos fibréticos
escasos bibasales y engrosamiento focal pleural iz-
quierdo de 4 mm, zona focal de fibrosis y bronquiec-
tasias retrocardiacas izquierdas en segmento anterior
del I6bulo inferior izquierdo y hernia de Bochdalek iz-
quierda (Figura 1). Por lo anterior, es referida a cirugia
tordcica para evaluacién y se programa videobron-
coscopia y UVATS izquierda con planeacién de toma

Tomografia computarizada de térax. A) Engrosamiento focal pleural izquierdo (4 mm) y tractos fibrdticos escasos basales. B)

Zona focal de fibrosis y bronquiectasias retrocardiacas izquierdas en segmento anterior del Iébulo inferior izquierdo. C y D) Hernia de

Bochdalek izquierda

. 85 mm
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de biopsia pulmonar del drea fibrosis y bronquiecta-
sias, biopsia pleural del engrosamiento descrito y co-
rreccion de la hernia de Bochdalek izquierda.

Técnica quirurgica

Bajo sedacion y decubito supino se realiza videobron-
coscopia que evidencia faringe, laringe, cuerdas voca-
les, trdqueay drbol traqueo bronquial sin anormalida-
des; se toman muestras para estudio microbioldgico
de lébulo inferior izquierdo.

Se procede a completar anestesia general e intu-
bacién orotraqueal selectiva derecha con tubo de do-
ble lumen derecho de 35 Fr, la paciente es posicio-
nada en decubito lateral derecho, con abduccidn y
flexion del miembro superior izquierdo.

Abordaje VATS uniportal izquierdo, se realiza in-
cision de 3 cm a través del 5° espacio intercostal iz-
quierdo, entre linea axilar anterior y media. Colo-
camos protector de herida (Surgical Sleeve XS®) vy,
utilizando lente de toracoscopia de alta definicién de

Figura 2.

30°y 10 mm a través de la incisidon, se encuentra pul-
modn izquierdo normal con escasas dreas antracd-
ticas. Se procede a realizar diseccién del ligamento
pulmonar durante el cual se evidencia aparecimien-
to de estructura muscular de caracteristicas estriadas
sobre el pericardio fibroso, posterior al nervio frénico
y anterior al eséfago y arteria aorta que al disecar-
se va del hilio pulmonar izquierdo al diafragma. Du-
rante su diseccidn se identifica sitio de origen en el
pericardio fibroso y bronquio principal izquierdo e in-
sercion a nivel de diafragma izquierdo en su centro
tendinoso (Figura 2), por lo que se procede a su disec-
cidén y reseccidn con dispositivo de energia ultraséni-
co (Harmonic®) desde su origen hasta su insercién; en
el extremo caudal se colocan clips de titanio. Se pro-
cede a realizar reseccidn atipica del segmento VII-VIII
del l16bulo inferior izquierdo con endograpadora arti-
culada de 60 mm para tejido regular grueso reforzada
con dcido poliglicdlico (EndoGIATM). Se realiza biop-
sia excisional de engrosamiento pleural y se procede

Relaciones topogrdficas del musculo intratordcico izquierdo aberrante en la vista a través de la VATS uniportal izquierda. A)

1- MUsculo intratordcico izquierdo aberrante, 2- Pericardio fibroso izquierdo, 3-Lingula, 4- Lébulo inferior izquierdo, 5- Arteria aorta

tordcica y 6- Diafragma izquierdo (centro tendinoso). B) 1- Musculo intratordcico izquierdo aberrante, 2- Pericardio fibroso izquierdo,

3- Vena del Iébulo inferior izquierdo, 4- Arteria aorta tordcica, 5- Eséfago y 6- Diafragma izquierdo (centro tendinoso). C) 1- Musculo

intratordcico izquierdo aberrante, 2- Tenddn y origen en pericardio fibroso izquierdo, 3-Tenddn y origen en bronquio principal

izquierdo, 4- Bronquio principal izquierdo, 5- Vena del Iébulo inferior izquierdo, 6- Lingula y 7- Lébulo inferior izquierdo. D) 1- Mdsculo

intratordcico izquierdo aberrante, 2- Tenddn e insercién en diafragma izquierdo (centro tendinoso), 3- Diafragma izquierdo (centro

tendinoso), 4- Nervio frénico izquierdo, 5- Pericardio fibroso izquierdo, 6- Arteria aorta tordcica y 7- Eséfago.
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Figura 3.
Histopatologia del musculo intratordcico izquierdo aberrante (hematoxilina eosina): fragmento de musculo estriado asociado a
fibrosis intersticial leve y escaso tejido adiposo adyacente.

a disecar hernia de Bochdalek izquierda, que eviden-
cia saco y contenido herniario correspondiente a teji-
do graso que se extirpa, quedando expuesto defecto
herniario de 1.5 cm reparado con sutura de polipro-
pileno 1 punto en X. Se toma biopsia de adenopatia
mediastinal estacién 5 y se coloca hemostdtico ab-
sorbible de celulosa oxidada regenerada. Después de
verificar hemostasia y aerostasia, se procede a colo-
car tubo de toracostomia 28 Fr en el dngulo posterior
de la herida. Realizacién de bloqueo intercostal del 4°
al 6° espacio intercostal izquierdo con lidocaina — bu-
pivacaina y cierre por planos de incision.

La paciente es extubada exitosamente y traslada-
da a sala de recuperacién anestésica por 2 horas y
luego a su habitacion hospitalaria.

Evolucion

Paciente con evolucién satisfactoria, la radiografia
de térax postquirdrgica con adecuada reexpansion
pulmonar. En su postoperatorio, presentd adecuado
manejo del dolor con escala visual andloga de 3/10,
analgesia multimodal con antiinflamotorios no este-
roideos y opioides como rescate; no presentd sinto-
matologia respiratoria. Se retird el tubo de toracosto-
mia a las 48 horas postquirdrgicas sin incidentes. Con
una estancia hospitalaria de 72 horas con excelente
recuperacién y disminucién considerable de la tos al
alta. La paciente fue revaluada a los 15 dias poste-
rior a cirugia y la puntuacion en el cuestionario de tos
de Leicester fue de 19,96 distribuido en puntaje seguin
sus dominios en fisico 6,75, psicoldgico 6,71 y social
6,5, lo que denota un cambio total en estilo y calidad

de vida. La histopatologia de las biopsias realizadas
reportd: A) MUsculo aberrante intratordcico izquierdo:
fragmento de musculo estriado asociado a fibrosis in-
tersticial leve y escaso tejido adiposo adyacente (Fi-
gura 3), B) Reseccién pulmonar atipica segmento VIl
— VIII izquierdo: antracosis y fibrosis intersticial leve
peribronquial e inflamacién crénica de pleura visce-
ral, C) Pleura parietal izquierda: infiltrado inflamato-
rio cronico intersticial.

Discusidon

La tos crénica no explicada es un reto para la mayo-
ria de los médicos de las diferentes especialidades,
en especial para los neumdlogos, es por eso que du-
rante el estudio de la tos deben descartarse todas las
posibles causas. El desarrollo de las clinicas de diag-
nostico y manejo ha ido avanzando dia a dia, de igual
manera las causas probables identificadas han au-
mentado. No obstante, en medicina hay situaciones
excepcionales que provocan este sintoma tan moles-
to y perjudicial en la calidad de vida de los pacientes,
y en especial cuando se trata de aberraciones anaté-
micas de probable origen congénito, como en el caso
mostrado, que nos obliga a investigarlas, cuando te-
nemos casos refractarios al tratamiento.

Durante la embriogénesis, la cavidad tordcica y
el diafragma tienen su desarrollo entre la tercera y la
doceava semana de gestacidn. Al final de la tercera
semana se observa la formacién de la cavidad intra-
embrionaria que se extiende desde la regidn tordcica
a la pélvica, limitada por la hoja somdtica y espldcni-
ca del mesodermo. Estas dan origen a la hoja parietal
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de las membranas serosas (pericdrdica, pleural y pe-
ritoneal) y a la capa visceral de las membranas sero-
sas (recubrimiento del pulmdn, corazén y érganos ab-
dominales), respectivamente.

Entre la cavidad tordcica y abdominal encontra-
mos una ldmina gruesa de tejido mesodérmico que
las separa parcialmente, el septum transverso, que
deja a cada lado del intestino anterior comunicacio-
nes llamadas canales pericardioperitoneales. Estos,
durante el crecimiento embrionario, terminan siendo
pequenos comparados al crecimiento del esbozo pul-
monar, que se expande con rapidez en sentido dor-
sal, lateral y ventral; este crecimiento se da en rela-
cidn posterior a los pliegues pleuropericdrdicos.

El mesodermo de la pared corporal se divide en-
tonces en pared corporal definitiva y membranas
pleuropericdrdicos, estas contienen las venas cardi-
nales y los nervios frénicos, que con los cambios de
posicién y descenso del corazdn, se extienden hasta
fusionarse, originan el pericardio fibroso y dividen la
cavidad tordcica en una cavidad pericdrdica y dos ca-
vidades pleurales definitivas. No obstante, para este
momento, las cavidades pleurales persisten comuni-
cadas con la cavidad peritoneal, que posteriormente
es cerrada por los pliegues pleuroperitoneales, ubica-
dos en el extremo caudal de los canales pericardio-
peritoneales, que se fusionan con el mesenterio del
eséfago y el septum transverso. Estas membranas
presentan una expansion adicional con el crecimien-
to de los esbozos pulmonares, que forman un reborde
periférico, que al estar formado completamente per-
mite la migracién de los mioblastos de la pared del
cuerpo y de origen a la parte muscular del diafrag-
ma. Queda asi el diafragma originado de la siguiente
manera, el septum transverso da origen al centro ten-
dinoso, las membranas pleuroperitoneales, los com-
ponentes musculares de la pared dorsal y lateral y el
mesenterio del eséfago que da origen a los pilares del
diafragma.

El septum transverso inicialmente se encuentra en
oposicidn a las somitas cervicales y se desarrollan los
componentes nerviosos 3° 4°y 5° segmentos cervica-
les de la medula espinal, conocidos como nervios fré-
nicos, que con la posterior expansién de los pulmo-
nes y descenso del septum provoca el deslizamiento
de estos sobre el pericardio fibroso.1°-2!

En esta paciente encontramos dos hallazgos que
se relacionan con la embriogénesis y la formacidn de
la cavidad tordcica y el diafragma.

Primero, la hernia de Bochdalek descrita en 1848
por primera vez, usualmente en el lado izquierdo, en

el adulto se encuentra como hallazgo incidental y es
asintomdtica, debido a la falla en el cierre de los plie-
gues pleuroperitoneales. La incidencia y prevalencia
de esta ha ido en aumento gracias a los estudios de
imagen desde una incidencia de 1 por cada 2000 a
7000, 6 en 100 pacientes hasta 17 por 10000 pacien-
tes. Asimismo, se ha relacionado con obesidad y pa-
cientes enfisematosos, y no tanto con la edad ni el es-
tado del musculo esquelético.??28

Segundo, la localizacién, el origen e insercidon del
musculo intratordcico aberrante en el hemitérax iz-
quierdo encontrado, y sus caracteristicas histopato-
l6gicas compatibles con musculo estriado, nos remite
a considerar su origen congénito, pudiendo haber sur-
gido por la migracidn de mioblastos hacia las mem-
branas pleuropericdrdicas, a través de los pliegues
pleuroperitoneales. En el descenso del corazén y con
los cambios de posicién queda en la posicion anato-
mica descrita con origen en el pericardio fibroso y el
bronquio principal izquierdo, y se inserta en el cen-
tro tendinoso del hemidiafragma izquierdo, en su tra-
yecto posterior al nervio frénico izquierdo y anterior al
eséfago y aorta tordcica, y medial al ligamento pul-
monar. Este musculo aberrante por su sitio de origen
e insercidn al contraerse produce estimulacién bron-
quial y diafragmdtica, lo que genera el cuadro clinico
de tos crdnica no explicada y explica los episodios de
tos exacerbados que la paciente presentaba al reali-
zar inspiracién profunda, deglucidn y ejercicios de fo-
nacion.

Este tipo de hallazgos insdlitos nos hace recono-
cer que las anormalidades anatémicas y estructura-
les pueden ser causa de tos. Es por esto que ante ca-
sos de tos crénica no explicada se sugiere realizar una
resonancia magnética para evaluar el sistema mus-
culo-esquelético del diafragma, la pared y la cavidad
tordcica, con el objetivo de excluir cualquier varian-
te anatdémica, después de haber completado los al-
goritmos establecidos por las guias clinicas de ma-
nejo de tos.

La UVATS, desde sus inicios en 2004 descrita pa-
ra procedimientos de cirugia menor por Rocco et al.,
fue posteriormente desarrollada por Gonzdlez-Rivas
et al. en La Corufa, Espana, para resecciones mayo-
res desde 2010. Es un abordaje seguro y flexible para
la realizacion de mdltiples procedimientos quirdrgicos
en un mismo tiempo. Esto es debido a su proyeccién
geométrica y ergonomia, a la vez que permite una
adecuada y pronta recuperacidn, reincorporacion del
paciente a sus actividades habituales y menor dolor
postoperatorio.?9-32
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