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Resumen

Introduccion: La bronquitis pldstica es una enfermedad rara caracterizada por la for-
macion y expectoracion de moldes bronquiales que pueden obstruir las vias respirato-
rias. Aunque comunmente se asocia con enfermedades pulmonares crénicas, también
se ha documentado su aparicidén en pacientes con cardiopatias congénitas, como la
anomalia de Ebstein. Las alteraciones hemodindmicas derivadas de estos defectos car-
diacos pueden predisponer a la formaciéon de moldes bronquiales. El tratamiento sigue
siendo un reto, con diversas intervenciones terapéuticas exploradas, incluida la embo-
lizacién de vasos linfdticos.

Presentacidn del caso: Paciente femenina de 36 afios con antecedente de insuficien-
cia cardiaca crénica (NYHA clase Ill) y anomalia de Ebstein, tratada con cirugia correc-
tiva en la infancia. Ingresé con tos productiva, disnea, ortopnea, expectoraciéon de mol-
des y ocasionalmente hemoptisis. La saturacion de oxigeno al ingreso fue del 75% y se
observé atelectasia total izquierda en la radiografia de térax. Se inicid tratamiento con
oxigeno de alto flujo y ventilacién mecdnica no invasiva. La broncoscopia extrajo un
molde bronquial y se confirmé el diagndstico de bronquitis pldstica. Posteriormente, se
inicié ventilacion percusiva intrapulmonar (IPV) y linfangiografia que mostré fuga linfa-
tica hacia el drbol bronquial izquierdo. Finalmente, se realizé la embolizacién de vasos
linfdticos, con resolucion completa de la sintomatologia.

Discusion y conclusion: La bronquitis pldstica puede asociarse a cardiopatias congéni-
tas como la anomalia de Ebstein, que puede inducir la formacién de moldes bronquiales
debido a alteraciones hemodindmicas. Aunque el tratamiento sigue siendo desafian-
te, la embolizacidn de vasos linfdticos ha mostrado ser una opcidn terapéutica eficaz.
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Abstract

Introduction: Plastic bronchitis is a rare condition characterized by the formation and
expectoration of bronchial casts composed of fibrin, glycoproteins, and cellular de-
bris, which can obstruct the airways and cause recurrent atelectasis. Although most
frequently associated with chronic pulmonary diseases, it has also been described in
patients with congenital heart disease, particularly after corrective surgery that dis-
rupts lymphatic drainage, such as Ebstein’s anomaly. Recent advances have introduced
lymphatic embolization as a promising interventional therapeutic alternative.

Case presentation: A 36-year-old woman with chronic heart failure (NYHA IIl) and
Ebstein’'s anomaly surgically corrected during childhood presented with productive
cough, dyspnea, orthopnea, occasional hemoptysis, and expectoration of bronchial
casts. On admission, oxygen saturation was 75%, and chest radiography revealed
complete left lung atelectasis. Two bronchoscopies were performed for cast removal,
and biochemical analysis confirmed plastic bronchitis. Due to persistent atelectasis, in-
trapulmonary percussive ventilation was initiated as an airway clearance technique.
Lymphangiography demonstrated lymphatic leakage into the left bronchial tree, and
selective lymphatic vessel embolization was performed, resulting in complete clinical
resolution without recurrence of casts.

Discussion and conclusion: Plastic bronchitis in patients with congenital heart disease
may arise from lymphatic alterations secondary to prior cardiac surgery. Lymphatic em-
bolization is an effective and minimally invasive therapeutic strategy, positioning itself
as an innovative alternative in refractory cases. This case highlights the value of a mul-
tidisciplinary approach and supports embolization as a relevant intervention capable of
modifying the clinical course of this complex disorder.

Keywords: plastic bronchitis; lymphatic embolization; Ebstein’s anomaly.

Introduccién
La bronquitis pldstica es una enfermedad rara caracterizada por la formacidn y expulsién de
moldes bronquiales, estructuras formadas por fibrina, mucina, restos celulares y un infiltrado in-
flamatorio variable, que reproducen la morfologia del drbol respiratorio. Estos moldes pueden
generar obstruccion bronquial, atelectasias recurrentes, alteraciones en la oxigenacién y com-
promiso ventilatorio severo, constituyendo un problema relevante de salud respiratoria.
Aunque la mayoria de los casos se han asociado a enfermedades pulmonares crénicas, tam-
bién se ha descrito su presencia en pacientes con cardiopatias congénitas, particularmente
cuando existen alteraciones en el drengje linfdtico secundarias a procedimientos quirudrgicos. La
anomalia de Ebstein es una cardiopatia congénita que puede generar hipertensién venosa pul-
monar y disfuncion linfdtica, factores que predisponen a la formacion de moldes bronquiales.
En aios recientes, técnicas intervencionistas como la embolizacién de vasos linfdticos han
surgido como alternativas terapéuticas en bronquitis pldstica, principalmente documentadas en
poblacién pedidtrica con circulacion de Fontan. Sin embargo, su aplicacién en adultos con ano-
malia de Ebstein es excepcional. Este reporte destaca el uso exitoso de la embolizacion linfdatica
como abordaje definitivo en una paciente adulta con esta condicién, aportando evidencia clinica
que amplia el espectro fisiopatoldgico y terapéutico previamente descrito.
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Presentacion del caso

Paciente femenina de 36 afios con antecedente de insuficiencia cardiaca crénica (NYHA Il1) y
anomalia de Ebstein corregida en la infancia mediante cambio valvular tricuspideo y cierre de
defectos septales. Presenté dos semanas de evolucidn con tos productiva, disnea, ortopnea, ex-
pectoracion de moldes y hemoptisis ocasional.

Tratamiento y evolucion

A su ingreso, la saturacién de oxigeno fue del 75% y la radiografia de térax mostré atelectasia
total izquierda. Se inicié oxigeno de alto flujo y ventilacién mecdnica no invasiva. Requirié dos
broncoscopias: la primera permitid la extraccion del molde con pinzas férceps (Olympus Endo-
Jasw 1.99 mm); la segunda, ante nueva atelectasia total izquierda, permitié la extraccién del
molde mediante aspiracion del drbol bronquial izquierdo. (Figura 1)

-

Figura 1. Molde bronquial. Composicién: agua: 63%, glucoproteinas de 2 a 20 x 10 > 31%, hidratos de carbono 16%.

El estudio bioquimico confirmé bronquitis pldstica. (Figura 2) Ante la persistencia de moldes,
se inicid ventilacién percusiva intrapulmonar (IPV), con mejoria clinica parcial. Se realizé linfan-
giografia, identificando fuga linfdtica hacia el drbol bronquial izquierdo. Finalmente, se efectud
embolizacién de vasos linfdticos, (Figura 3) con resoluciéon completa de la sintomatologia y sin
recurrencia tras seguimiento.

Figura 2. Fotomicrografia que muestra una matriz constituida por fibrina y detritos celulares, entremezclada
con células inflamatorias escasas (predominan linfocitos). La mayor parte del material corresponde a zonas
acelulares, el estudio bioquimico corresponde a glucoproteina e hidratos de carbono. HyE 10x.
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Figura 3. Embolizacidn retrégrada del conducto tordcico por fuga linfdtica secundario a bronquitis pldstica.
A) Puncidn de ganglios inguinales con instilacién de lipiodol, con linfangiografia pélvica (flechas rojas). B)
Opacificacién del conducto tordcico (flecha roja) y canulacion selectiva con catéter MHK 5 Fr (flecha amarilla)
por via venosa. C) Embolizacién selectiva de ramas linfdticas bronquiales izquierdas (flecha roja) que
presentaban fuga con mezcla de lipiodol: cianocrilato (relacidn 1:2). D) Fluoroscopia de control observando las
ramas linfdticas embolizadas (flecha roja).

Discusion
La bronquitis pldstica es una entidad infrecuente en adultos, caracterizada por la formacion de
moldes bronquiales que ocasionan obstruccién de la via aérea, atelectasias recurrentes y dete-
rioro respiratorio progresivo. Su fisiopatologia continda sin esclarecerse por completo; sin em-
bargo, se ha propuesto que la extravasacién de fluidos linfdticos ricos en proteinas hacia el drbol
bronquial genera la matriz sobre la cual se desarrollan los moldes bronquiales.! Este fendme-
no ha sido documentado principalmente en pacientes con cardiopatias congénitas sometidos a
procedimientos quirurgicos que modifican la hemodinamia y el drendje linfdtico tordcico, como
ocurre en la anomalia de Ebstein y en la circulacion de Fontan.*2

A diferencia de la mayoria de los reportes disponibles, que describen casos pedidtricos o aso-
ciados casi exclusivamente a fisiologia tipo Fontan, este caso presenta una variante poco repor-
tada: bronquitis pldstica secundaria a alteraciones linfdticas en una paciente adulta con antece-
dente de correccidén quirdrgica por anomalia de Ebstein, sin circulacién tipo Fontan. Esto aporta
un matiz clinico relevante, pues extiende el espectro de cardiopatias congénitas relacionadas
con la enfermedad y refuerza la importancia de sospechar bronquitis pldstica en adultos con
atelectasias persistentes y expectoracién de moldes, aun fuera del contexto hemodindmico cld-
sico descrito.3

El tratamiento convencional se basa en la extraccidon broncoscdépica de moldes, técnicas de
higiene bronquial y terapias dirigidas a modificar la composicién mucosa, como mucoliticos, he-
parina nebulizada o fibrinoliticos; no obstante, estos enfoques no previenen la recurrencia.* La
evidencia reciente ha demostrado que la intervencidn sobre la causa subyacente (la fuga linfd-
tica) puede modificar el curso clinico. Dori et al. reportaron la embolizacidn percutdnea de vasos
linfdticos como una estrategia eficaz para interrumpir el flujo linfdtico hacia la via aérea, logran-
do resoluciones clinicas sostenidas en pacientes pedidtricos.® Posteriormente, Ntiamoah et al.
ampliaron estos hallazgos al describir su utilidad en adultos, posiciondndola como una alterna-
tiva innovadora cuando los tratamientos convencionales fracasan.!
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En nuestra paciente, la embolizacién linfdtica permitid la resolucidn completa de los sintomas
sin recurrencia de moldes, lo que confirma su utilidad terapéutica y respalda su aplicaciéon mds
alld del contexto pedidtrico. Este caso contribuye a la literatura existente al documentar un es-
cenario clinico complejo y poco descrito: bronquitis pldstica en paciente con anomalia de Ebs-
tein, tratada exitosamente mediante embolizacién linfdtica, consolidando el papel de esta téc-
nica como una opcidn terapéutica dirigida a la fisiopatologia y no sélo al manejo sintomdtico.

Conclusién

La embolizacién de vasos linfdticos representa una alternativa terapéutica eficaz en pacientes
con bronquitis pldstica asociada a cardiopatias congénitas, especialmente cuando existe evi-
dencia de fuga linfdtica y falta de respuesta a tratamientos convencionales. Este caso demues-
tra que la intervencidn dirigida a corregir la fisiopatologia subyacente puede modificar de forma
significativa el curso clinico de la enfermedad, evitando recurrencias y mejorando el prondstico.
Su aplicaciéon destaca la importancia de un abordaje multidisciplinario y subraya el potencial de
esta técnica como opcidn terapéutica en escenarios complejos y refractarios.
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