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Souvisi panuveitida s aspergilovym zdanétem
v plicnim sekvestru?

doc. MUDr. Michal Hladik, Ph.D.!, MUDr. Veronika Krivska', MUDr. Jana Cermakova',

MUDr. Tomas Piskovsky', MUDr. Pavel Smehlik?, MUDr. Dalibor Cholevik?, MUDr. Petr Masek, CSc.?,
MUDr. Marcel Mittak, Ph.D.3

Klinika détského lékarstvi, Fakultni nemocnice Ostrava

20¢ni klinika, Fakultni nemocnice Ostrava

3Chirurgicka klinika, Fakultni nemocnice Ostrava

Uvadime kazuistiku 17leté divky, u které obtiZe zacaly panuveitidou pravého oka Ié¢enou lokalné i celkové kortikoidy. Stav byl komplikovan
bronchopneumonii, ktera i pfes nasazenou antibiotickou terapii progredovala. Na CT byla zjisténa zanétliva destrukce dolniho plicniho
laloku vpravo charakteru plicni gangrény, ktera si vyzadala chirurgické feseni. Peroperacni ndlez odpovidal intralobarni plicni sekvestra-
ci. V sekvestru byl kultiva¢né i mikroskopicky prokazan Aspergillus fumigatus. Ptes masivni lé¢bu antibiotiky, antimykotiky a postupné
vysazovani kortikoidli dochazi k operacné nefesitelnému zakaleni sklivce s amaurézou. O¢ni nalez progredoval a byla nutna enukleace
pravého bulbu. Pfi patrani po mozném rozsevu mykdzy byla nalezena magnetickou rezonanci 4 drobna loziska v mozku, ktera po anti-
mykotické l1écbé regredovala. Ve sdéleni diskutujeme moznou souvislost aspergilové infekce v plicnim sekvestru s panuveitidou.

Kli¢ova slova: plicni sekvestrace, panuveitida, Aspergilus fumigatus.

Panuveitis and aspergillus inflammation in pulmonary sequestration - exist some relevance?

The authors present a rare case report of 17-years-old girl. The problems started with panuveitis of the right eye treated with corticoste-
roids, envolved with refractery progressive right bronchopneumonia despite of aggressive antibiotic therapy. The CT scan shows an
inflammatory destruction in right pulmonary lobe described like pulmonary gangrene, that required a surgical treatment. Perioperative
findings confirmed an intralobar pulmonary sequestration. Aspergillus fumigatus was by cultivation and as well as microscopically iden-
tified. Although massive treatment with antibiotics, antimycotics and corticosteroids was administered, non-operative vitreous humour
opacification with amaurosis expanded. Because of progression of optical damage the enucleation of the right eyeball was necessary.
Within searching for possible dissemination of mycosis, 4 small focuses was found in brain by MRI.

These focuses were diminished after antimycotic treatment. The authors discuss potentiality if invasive aspergillosis with subsequent

panuveitis can occur in individuals with cavities caused by cystic lung diseases.

Key words: lung (pulmonary) sequestration, panuveitis, Aspergillus fumigatus.

Plicni sekvestrace, nazyvana také broncho-
pulmonalini sekvestrace nebo cystickd porucha
plic (ve starSim pisemnictvi Rokytanského lalok),
je stav, pfi kterém ¢ast plicni tkdné neni zésobe-
na z plicnich cév a nekomunikuje s ostatni tkani
plic, proto je pro ventilaci afunkéni. Nejcastéji
se diagnostikuje v deétském véku a obecné
se pokladd za vrozenou odchylku (1).

Kazuistika

Nasi pacientkou je 17leté studentka Stredni
zemédelské skoly, s negativni rodinnou anamné-
zou. V 8 letech prodélala téZkou bronchopneu-
monii, jinak byla zdrdva. Soucasné obtiZe zacaly
lehkym zarudnutim pravého oka po mechanic-
kém inzultu. Do druhého dne stav progredoval
s bolestivosti a zhorsenim vizu. Nasledujici den
byla vysetfena na o¢ni ambulanci, kde byla
na ultrazvuku oka zjisténa lokalizovana ablace
zadnf hyaloidey s hyperechem ve sklivci. S dia-

gndzou akutnf pravostranné panuveitidy a em-
pyémem subhyaloidey byla pfijata na O¢ni kli-
niku FN Ostrava, kde byla zahdjena lokaIni lécba
kortikosteroidy a byla nasazena sedmidennf kura
Solumedrolem (1 g/den). Byly odebrany stéry
ze spojivkového vaku a doplnéno imunologicke,
bakteriologické, virologické a parazitologické
vysetieni, kterd viak nevysvétlila vyvolavajici
pficinu zédnétu. Pfi vysetfenich zamérenych
na infekeni fokus byla na rtg plic zjisténa zanét-
livd infiltrace pravé plice (obrazek 1). Zanétlivé
parametry byly nizké (CRP 3,1 mg/l), a proto byla
zahdjena lé¢ba Klacidem p.o. Po tydenni tera-
pii vdak CRP stouplo na 66 mg/I. Na kontrolnim
snimku plic pretrvaval nélez infiltrace a divka
byla prelozena na Kliniku détského lékafstvi FN
Ostrava (KDL). Vstupneé byla afebrilni, poslecho-
vé bylo vyrazné oslabené dychani v rozsahu
témeér 2/3 pravé plice, pfretrvavala hodnota
CRP 66 mg/! s leukocytdézou s pfevahou seg-
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mentU. V dutiné Ustni byly patrné Sedozluté
povlacky na patfe. Ménime antibiotickou tera-
pii na Fortum i.v. v kombinaci s antimykotiky
(Diflucan i.v.). Posléze se objevila expektorace

Obrdzek 1. Predozadni nativni snimek pravostranné
licni sekvestrace u nasi pacientky




Zlutého az rezavého sputa, klinicky se pfidaly
bolesti na hrudi. CRP stouplo na 246 mg/I.Na CT
plic byl ndlez lobdrni pneumonie dolniho plicni-
ho laloku vpravo s malym vypotkem a hilovou
lymfadenopatif (obrazky 2, 3). Ménime antibio-
tickou terapii na dvojkombinaci Meronem +
Amikin i.v., pokracuje lé¢ba Diflucanem. CRP ale
stoupd na 322 mg/l. Ze sputa byl vykultivovan
Aspergillus fumigatus +++ a Candida albicans ++.
Diflucan ménime na Vfend + Cancidasi.v.a na-
sledné poprvé klesa CRP (118 mg/I). Klinicky stav
se ale nelepdi. Ke konzultaci byl pfizvan plicni
chirurg, ktery doporucuje provést HRCT. Na ném
byla popséna zanétliva destrukce dolniho plicni-
ho laloku vpravo charakteru plicni gangrény bez
podezfeni na plicni sekvestraci, proto nebyla do-
plnéna CT —-angiografie. Vzhledem k zavaznosti
ndlezu byla indikovand lobektomie, ke které
chirurg pfistoupil 14. den hospitalizace na KDL.
Peroperacné byl nalezen infiltrovany dolnf plicnf
lalok vpravo. Mezi bézi laloku a branici se nacha-
zela kavita vyplnéna hnisem. Béhem lobekto-
mie byl zjistén atypicky pribéh tepenné vétve,
odstupujici z hrudni aorty a prochazejici pfes
ligamentum pulmonale do dolniho laloku. Slo
tedy o intrapulmonadlni plicnf sekvestraci v dol-
nim laloku pravé plice. Mikroskopicky je plicnf
tkdn nekroticky zménéna. Difuzné se nachazi
Aspergillus s invazivnim prortstanim do sté-
ny cév a rezidudlnich bronchd. V nasledujicich
dnech rychle klesalo CRP na 19mg/I, byl vysazen
Amikin. Pokracujeme v zavedené antimykotic-
ké terapii. Za tyden po operaci vsak CRP opét
stouplo na 59 mg/I. Nasazujeme Sefotak i.v.,
presto se klinicky stav divky zhorsil. Byla sice
afebrilni, ale vyrazné schvacend, spava. Zménili
jsme terapii antibiotiky ze Sefotaku na Ciphin
i.v. a Cancidas za Ecaltu i.v. Kontrolni HRCT plic
nalezlo rezidudini kavitu v misté resekce laloku.
Byla provedena torakoskopické revize s odsatim
jejiho fibrinového obsahu. Pro dalsi vzestup
CRP (185 mg/I) byl nasazen Tazocin i.v. Misto
Ecalty opét nasazen Cancidas i.v. P¥i patranf
po mozném rozsevu mykdzy probéhlo vysetfenf
parenchymovych organd dutiny bfisni a mozku
magnetickou rezonanci (MR). MR bficha je bez
patologie, v mozku se vsak nalézaji 2 drobna
2-3mm loZiska v levé hemisfére mozecku a dal-
i 2 loZiska parietalné a okcipitalné. Nasazen
Amphocil i.v,, ktery v3ak divka netolerovala.
Opakované zvracela a doslo k tézké hypokalémii.
Proto byl Amphocil vysazen a pokracovalijsme
v antimykotické monoterapii Vfendem i.v. Z anti-
biotik pokracuje lé¢ba Tazocinem. Kontrolnf
MR mozku bylo v odstupu 14 dnt beze zmény.
Kontrolni CT plic prokézalo zlepseni stavu paren-

chymu, ktery byl jiz bez zndmek infiltrace. Divka
byla afebrilni, poslechové pretrvavalo oslabenf
dychénfvpravo. Pri antibiotické a antimykotické
|é¢bé jsme se ridili doporucenim Antibiotického
centra v Ostrave.

Soubézné s 1é¢bou plicnfho nalezu probihala
lécba panuveitidy. Sonograficky byly popsany hut-
né zakaly ve sklivci pravého oka, které pii opako-
vanych vysetienich progredovaly. Kvdli soucasne
probihajici tézké pneumonii byl zvolen kompromis
se snizenim davek kortikoid{. Lé¢ba kortikoidy ale
neméla na vyvoj o¢niho postizeni vliv, proto byly
po domluveé s oftalmology kortikoidy postupné
vysazeny. Divka udavala vyrazné omezenf vizu
pravého oka, vnimala pouze svétlocit a pohyb.
Postupné nardstal nitroo¢nf tlak. Pfi hodnoté 41
torrd (norma je do 20 torrd) byla provedena prv-
ni laserova iridotomie (celkem 4x) s navazujici
antiedematdzni lé¢bou 20% manitolem (250 ml
1-2x denné). Progreduje ale vyplriovanf sklivce

Obrdzek 2. Predozadni CT obraz pravostranné
plicni sekvestrace u nasi pacientky
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Zlutavymi masami, proto oftalmologové pfistou-
pili k vitrektomii. Vykon byl ale vzhledem k t&z-
kym zanétlivym zmeénadm velmi obtizny a podafilo
se odstranit jen stfedni ¢ast sklivce. Pro masivni
lokdlni krvaceni bylo nutné vykon predcasné
ukondit. Kultivace z odebrané tkané byla negativni.
Vlykonem se sice podafilo normalizovat nitroocnf
tlak, oko v3ak zlstalo amaurotické.

Po 2meésicni hospitalizaci byla divka propus-
téna na dlouhodobé zajistovaci antimykotické
lé¢bé Noxafilem.

Po mésici byla pacientka opét hospitalizova-
na na o¢ni klinice, kde byla pro nalez centralnf
ulcerace rohovky s abscesem provedena enu-
kleace pravého bulbu.

Pri kontrole po dvou mésicich byla divka eu-
pnoicka, s normalni saturaci. Dychani oboustran-
né sklipkové, vpravo pfi plicni bazi oslabené.
Na spirometrii byla prokdzana lehké obstrukénf
porucha.

Obrdzek 3. Boc¢ni CT obraz pravostranné plicnf
sekvestrace u nasi pacientky

Tabulka 1. Antibioticka terapie u pacientky s aspergilézou v plicnim sekvestru

Antibiotikum od Do

Fortum i.v. (ceftazidim) 4,5 g/den 27.10. 2009 30.10.2009
Meronem i.v. (meropenem) 3 g/den 30. 10. 2009 18.11. 2009
Amikin i.v. (amikacin) 900 mg/den 30.10. 2009 12.11.2009
Sefotak i.v. (cefotaxim) 6 g/den 19.11. 2009 22.11.2009
Ciphin'i.v. (ciprofloxacin) 1,2 g/den 22.11.2009 2.12.2009
Tazocin i.v. (piperacillin) 13,5 g/den 27.11.2009 17.12. 2009

Tabulka 2. Antimykoticka terapie u pacientky s aspergilézou v plicnim sekvestru

Antimykotikum od Do

Diflucan i.v. (flukonazol) 300 mg/den 28.10.2009 1.11.2009

Vfend i.v. (vorikonazol) 300 mg/den 2.11.2009 21.12.2009
Cansidas i.v. (caspofungin) 50 mg/den 6.11.2009 21.11.2009

Ecalta i.v. (anidulafungin) 100 mg/den 23.11.2009 27.11.2009
Cansidas i.v. (caspofungin) 50 mg/den 28.11.2009 2.12.2009
Amphocil i.v. (@mphotericin B) 200 mg/den 2.12.2009 7.12.2009

Noxafil p.o. (posakonazol) 20 ml/den 15.12.2009 minimalné 3 mésice
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Kontrolni MR mozku po 2 mésicich zjistilo
vyraznou regresi ¢tyf plvodné zobrazenych
loZisek. Opakovana neurologicka vysetienf byla
negativni.

Zajistovaci antimykotickd é¢ba Noxafilem je
pldnovana minimalné na 4 mésice.

Diskuze

Plicni sekvestrace se vyskytuje v extralobarnf
a intralobdrni formé.

Extralobdrni plicni sekvestr tvorf tkan s ne-
funke¢nim primitivnim plicnim parenchymem,
ktery nenf napojen na tracheobronchidlnf
strom. Obsahuje uniformné dilatované bron-
chioly, alveolarni kanalky a alveoly. Ndzev extra-
lobdrni vyjadruje stav, pfi kterém je sekvestrace
kryta vlastni visceralnf pleurou. Cévni zasobenf
zajistuji v 95 % systémové arterie, pouze v 5%
pulmonalnf arterie. Pfedstavu o vrozené etio-
logii podporuje ¢asté sdruzenf s jinymi ano-
maliemi, které se nachazi asi u 65% pripadd.
Nejcastéjsi jsou brani¢ni hernie (20 %), konge-
nitaIni cystickd adenomatoidni malformace
a stfevni malformace.

Extralobarnf sekvestrace se nachdzi vétsi-
nou v levé plici (v 90 %), nejcastéji mezi doInfm
lalokem a brdnici, ale byla popsana iv hornim
a strednim plicnim poli.

Intralobdrni plicni sekvestr je také nefunkeni
plicni parenchym, ktery obvykle nekomuniku-
je s tracheobronchidlnim stromem. Mlze ale
obsahovat vzduch z Kohnovych pérd nebo
ze spojeni s malymi bronchy. Je kryty visceraini
pleurou zdravé plice.V parenchymu se nachézeji
cysty s viskdznim nebo Zelatindznim obsahem.
Zbytky broncht a bronchiold jsou vyplnéné
fibrézni pojivovou tkani. Mikroskopicky je plic-
ni parenchym nahrazen chronickou zénétlivou
tkani. Cévni zasobeni zajistuje v 73 % sestupna
aorta, abdominalni aorta nebo strevni arterie
(21 %), ve 4% interkostalnf arterie.

Intralobarni sekvestrace je vétsinou levo-
strannd (60 %) a nachdzi se téméf vylu¢né v dol-
nim laloku (98%) (2, 3).

Klinické projevy mohou byt dlouhodobé né-
mé. Sekvestr je ale locus minoris resistentiae pro
vznik plicnich zanétd. Proto se ¢asto projevuje
jako ohrani¢ené recidivujici bronchopneumonie
(4). Plicni sekvestr byvé pomérmé casto koloni-
zovan Aspergillem (5).

Ve Spojenych statech tvori plicnf sekvestrace
asi 6,4 % vsech plicnich malformaci. Sekvestrace
se v intralobdrni formé nachézeji v 75-86 %
a v extralobarni ve 14-25% (6).

Zaveér

U nasf pacientky se jednalo o intrapulmonalnf
plicnf sekvestraci bazalné vpravo s tézkym zané-
tem mykotické etiologie, ktery probihal soubézné
se zavaznou panuveitidou pravého oka.

Etiologie panuveitidy zGstavd nejasna.
Uvédi se, ze asi 40 % pacientd trpf jinym systé-
movym onemocnénim, napfiklad juvenilnf idio-
patickou artritidou, sarkoidézou, Behcetovym
syndromem i jinymi autoimunnimi onemocné-
nimi. K panuveitidé také dochazf pti infekénim
onemocnéni (tuberkuldza, Lymeské choroba).
MUZe se ale také jednat o infek¢ni onemoc-
neni postihujici izolované pouze o¢i, jako je
herpetickd infekce, toxoplazmdza nebo cyto-
megalovirus. Ve vétsiné pfipadu se ale etiologii
nepodafi zjistit (7).

Také u nasi pacientky vysetreni nepotvrdila
7adny z moznych uvedenych ddvodd. Nabizi
se ale otdzka mykotické etiologie panuveitidy
pri aspergilovém a kandidovém zénétu plicniho
sekvestru. Mykotické zédnéty oci jsou viak po-
pisovany pouze u tézce imunosuprimovanych
pacientd, nejcastéji po transplantaci organd,
zejména plic (8, 9). | kdyZ u nasi pacientky imu-
nologicka vysetfeni, provedend v dobé tézkého
zénéetlivého onemocnéni, neprokazala defekt
vimunitnim systému, pldnujeme dalsi kontrolu
imunologického stavu v ¢asovém odstupu.

Pfi podrobné anamnéze se podarilo zjis-
tit moznou pfi¢inu tézké plicni aspergildzy.
Pacientka byla 3 tydny pfed zacdtkem one-
mocnéni na praxi v zapraseném archivu, kde
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velmi pravdépodobné doslo k masivni inha-
laci prachu s aspergillovymi ¢asticemi. Plisen
se usadila v tkani sekvestru. Systémové podani
kortikosteroid(l pfi Ié¢bé panuveitidy bylo pfi-
¢inou snizeni aktivity bunécné imunity natolik,
ze mykoza vyvolala tézkou pneumonii. Pfi za-
vazném infekénim postizeni plic bylo ale nutné
vysadit [é¢bu panuveitidy kortikoidy. Pravé oko
se nepodafilo zachranit.

Etiologicka souvislost mezi panuveitidou
a pneumonif se neprokézala. Kultivacni vysetient
ze sklivce probéhlo jiz v dobé plné antimykotické
terapie a bylo negativni.

Literatura

1. Clement BS. Congenital malformations on the lungs and
airways. In: Pediatric Respiratory Medicine, St. Louis, Mosby
1999: 1124-1125.

2. lkezoe J, Murayama S, Goldwin JD. Bronchopulmona-
ry sequestration: CT assessment. Radiology 1990; 176(2):
375-379.

3. Kang M, Khandelwal N, Qjili V, et al. Multidetector CT an-
giography in pulmonary sequestration. J Comput Assist To-
mogr 2006; 30(6): 926-932.

4. \ernerové A, Konopa Z, Horazdovsky P, Hytych V. Plicni
sekvestrace jako néhodny nélez v dospélém véku a jeji ope-
ra¢ni terapie. Rozhl. Chir. 2007; 86(3): 126-130.

5. Freixinet J,deCos JD, Rodriquez de Casto F, et al. Colonisa-
tion with Aspergillus of an intralobar pulmonary sequestra-
tion. Thorax 1995; 50: 810-811.

6. Sersar S|, El Diasty M, Ibrahim HR. Lower lobe segments
and pulmonary sequestrations. J Thorac Cardiovasc Surg
2004; 127(3): 839-899.

7.Chang JH, Wakefield D. Uveitis: a global perspective. Ocul
Immunol Inflamm 2002; 10: 263-279.

8. Catellan AM, Loy M, Tognon S, et al. An unusual presentati-
on of invasive aspergillosis after lung transplantation. Transpl
Int 2000; 13(6): 183-186.

9. Scherer M, Fieguth HG, Aybek T, et al. Disseminated As-
pergillus fumigatus infection with consecutive mitral val-
ve endocarditis in a lung transplant recipient. J Heart Lung
Transpl 2005; 24(12): 2297-2300.

doc. MUDr. Michal Hladik, Ph.D.
Klinika détského lékarstvi FN Ostrava

17 listopadu 1790, 708 54 Ostrava Poruba
michal -hladik@fno.cz




