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RESUMEN

El pectus excavatum (PE) es una deformidad de la pared torécica caracterizada por
una depresion esternal, sin un consenso claro sobre el grado de alteraciones fisiologicas
como consecuencias de la misma. Aunque hay evidencias en la literatura de alteraciones
principalmente en relacion con el esfuerzo, los efectos fisioldgicos del PE y su posterior
resolucion tras la correccion en relacion con la intolerancia al ejercicio son objeto de
controversia, realizandose diferentes revisiones sistematicas y meta-analisis con el fin de

valorar los principales cambios cardiopulmonares tras la cirugia de correccion del PE.

Por otro lado, hay aspectos que muy pocos estudios recogen en la valoracién de pacientes
con PE como es la actividad fisica (AF), a tener en cuenta para minimizar los sesgos de
confusion en la interpretacion de la intolerancia al ejercicio. Dicha AF no se correlaciona
con los hallazgos en las pruebas de esfuerzo cardiopulmonar, debiendo ser valorada tras

la correccion del PE.

Asi también, el impacto en la calidad de vida tanto en la esfera fisica como psicosocial
de dicha deformidad mejora tras la intervencion, aunque no se ha relacionado con la
severidad del PE.

En base a lo anterior, se pretendio valorar la influencia en la tolerancia al esfuerzo antes
y después de la cirugia de correccion mediante la realizacion de pruebas de esfuerzo
cardiopulmonar maximas (PECP) y subméximas (PEsubmaéx), y su correlacion con el
nivel de AF mediante cuestionarios especificos y el uso de holter de AF; asi como el

impacto de la cirugia en la calidad de vida de los pacientes.

Paraello, se llevé a cabo un estudio de cohortes observacional, longitudinal y prospectivo,
de la préactica clinica habitual, con inclusién consecutiva de pacientes que fueron
derivados desde el Servicio de Cirugia Toracica al Servicio de Neumologia del Hospital
Virgen Macarena de Sevilla para valoracion prequirdrgica previa a cirugia de correccion
entre enero de 2012 y julio de 2015.

Se incluyeron a todos los pacientes con PE > de 14 afios a los que se les planted
intervencion quirdrgica de correccion que aceptaron participar en el estudio. Se

excluyeron a pacientes con enfermedad respiratoria concomitante (fibrosis quistica, asma
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bronquial y discinesia ciliar primaria), imposibilidad de realizar o comprender las
indicaciones de cualquiera de las exploraciones indicadas o negativa a participar en el

estudio.

Se realizaron dos visitas: una primera visita basal o pre-quirdrgica y una segunda visita a
partir de los 3 meses de la cirugia (en el caso que la intervencion realizada fuese mediante
la técnica de Nuss, la segunda visita o postquirdrgica se realizo a partir de los 3 meses del
segundo tiempo de la cirugia de correccion). La eleccion de una técnica u otra dependio
de las caracteristicas de la deformidad en cuanto a la asimetria de la misma, edad, etc.; a
decision de los cirujanos toréacicos que realizaron dicha intervencion, siguiendo siempre
los mismos criterios.

En cada visita, se valoro la intolerancia al ejercicio mediante la realizacién de PECP y
PEsubmax, la medicion de la AF mediante un cuestionario especifico: International
Physical Activity Questionnaire (IPAQ) y el uso de un holter de AF o acelerémetro
durante una media de 3-5 dias de la semana; y la calidad de vida relacionada con la salud
se midié mediante cuestionario European Quality of Life-5 Dimensions (EQ-5D) asi
como cuestionario especifico Nuss modificado para adultos, Nuss Questionnaire
modified for Adults (NQ-mA).

Finalmente se incluyd una poblacion de 19 PE, donde algo mas de la mitad presentaban
sintomas en relacién con el PE (n=12, 63%), principalmente intolerancia al esfuerzo
(57,9% de los casos). La presencia de comorbilidades asociadas al PE fue casi inexistente
salvo en el caso de un paciente con diagnoéstico de sindrome de Marfan.

El 84,2% de los PE se intervino mediante la técnica de Nuss, y el porcentaje restante
(15,8%) se realizé mediante la técnica de Ravitch o procedimiento cerrado; presentandose
complicaciones postquirargicas en el 15,8% de los casos sin diferencias estadisticamente

significativas entre ambos procedimientos quirurgicos.

Nuestra poblacion presentd una media basal de consumo de oxigeno a esfuerzo maximo
(VO2méx) frente a su teorico en torno al 65%, con valores medio de consumo de oxigeno
a esfuerzo maximo corregido por el peso (VO2max/kg) segun la clasificacion de gravedad
de la limitacion en leve o sin ninguna limitacién (30,6 mL/min/kg; 1IC95% = [27,2 — 34]).
Observandose una mejoria tras la cirugia estadisticamente significativa de los pardmetros
de VO2 méx, en valores absolutos (p=0,002) y en porcentajes (70,1%; 1C95% = [62,8 —
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77,4]; p=0,04); asi como de VO2 max/kg (33,5 mL/min/kg; 1C95% = [30,3 — 36,7];
p=0,01). Otros valores como el consumo de oxigeno al alcanzar el umbral de lactato (VO2
lat) y el pulso de oxigeno (O2/HR), también mejoraron tras la cirugia de correccion (VO2
lat: 42,8%; 1C95% = [38,6 — 46,9] versus 60,2%; IC95% = [54,6 — 65,7]; p=0,00) (O2/HR:
75,5 %; 1C95% = [62,7 — 88,3] versus 91,3 %; IC95% = [76,1 — 106,5]; p=0,012).

En la PEsubméax hubo un incremento en el tiempo de duracion de la misma (Tum) tras la
correccion quirurgica, siendo clinica y estadisticamente significativo (510,9 segundos;
1C95% = [430,4 — 591,4] versus 616,7 segundos; 1C95% = [523,8 — 709,6]; p=0,004).

Los hébitos de AF de nuestra poblacion fueron concordantes entre los datos recogidos
mediante cuestionario y holter de AF; con predominio de AF sedentarias y leves, como
andar, frente a AF de moderada y alta intensidad. Y no presentaron cambios

estadisticamente significativos tras la cirugia de correccion del PE.

En cuanto a la calidad de vida, se obtuvieron resultados aceptables de manera basal tanto
con el cuestionario EQ-5D como con el cuestionario NQ-mA, donde el mayor impacto
fue en la esfera psicosocial (imagen corporal principalmente) frente al componente fisico.
Dichas puntuaciones mejoraron significativamente en la visita de valoracion

postquirurgica.

Las pruebas de funcion pulmonar en reposo asi como la valoracién cardiaca mediante
electrocardiograma y ecocardiograma presentaron parametros dentro de la normalidad

previos a la cirugia, y sin cambios tras la misma.

En conclusion, los pacientes con PE presentaron alteraciones cardiopulmonares leves
principalmente evidenciadas durante el esfuerzo; con una mejora tras la cirugia de
correccion en la tolerancia al ejercicio medida mediante pruebas de esfuerzo
cardiopulmonar méaxima y, fundamentalmente, subméaxima, independientemente de los
habitos de AF que realizaban los pacientes. Asi, como una mejora en la calidad de vida
de los pacientes con PE tras la intervencion, con un mayor impacto en la esfera

psicosocial.

Palabras clave: tolerancia al ejercicio, actividad fisica, calidad de vida, pectus

excavatum, cirugia de correccion.
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INTRODUCCION

1. INTRODUCCION

1.1. Pectus excavatum

El pectus excavatum (PE) 0 “toérax en embudo” es una deformidad de la pared
toracica caracterizada por una depresion esternal que tipicamente comienza por la porcion

media del manubrio y progresa hacia el interior a través del proceso xifoideo.

Supone el 80-90% de las deformidades congénitas de la pared toracica con una incidencia
aproximadamente de 1:300/400 nacidos vivos, siendo mas prevalente en varones frente a

mujeres (3-5:1), y tiene su méaxima expresion durante la adolescencia (1).

El PE es normalmente esporadico, aunque puede asociarse en un 30% de los casos con
diversas entidades: patologias del tejido conectivo (particularmente el sindrome de
Marfan, sindrome de Ehlers Danlos y la osteogénesis imperfecta), asi como enfermedades
neuromusculares como la atrofia muscular espinal. También puede verse en una variedad
de alteraciones genéticas: sindrome de Noonan, sindrome de Turner y en la neoplasia

endocrina multiple tipo 2b (1).

Asi, el incremento de la prevalencia del PE en alteraciones del tejido conectivo sugiere la
posibilidad de que este esté causado por un desarrollo anémalo del crecimiento del
cartilago. Concretamente, algunos autores proponen como hipoétesis que la deformidad es
el resultado de alteraciones de la remodelacion del cartilago debido a un desequilibrio
entre genes promotores del crecimiento y genes inhibidores del mismo. En concreto, se
han relacionado genes como el gen fibrilinal con el desarrollo de PE en el sindrome de
Marfan & los genes de la via RasMAPK en el sindrome de Noonan; y aunque
aproximadamente el 40% de los PE esporadicos tienen uno o mas miembros de su familia
con pectus, sin embargo, no se han descrito genes especificos en estos casos. Ademas,
analizando la anatomia patologica de las muestras cartilaginosas de los pacientes con PE

se encontraron que eran normales (2).
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Figura 1. Calculo del indice de Haller 6 indice de severidad del pectus (PSI) mediante TAC:
dividiendo el ancho interno del térax en su didmetro mayor (A) por la distancia entre la superficie

posterior del esternén y la anterior de la columna vertebral (B).

El impacto fisioldgico del PE ha generado mucho debate; no existiendo todavia, a pesar
de numerosas publicaciones, consenso sobre el grado de alteraciones fisioldgicas que son

consecuencia del PE.
La relevancia clinica del PE depende de tres aspectos fundamentales:

- Laseveridad de la deformidad de la pared torécica,
- Lamorbilidad cardiopulmonar, y

- El impacto psicosocial de la deformidad.

Asi, mediante la tomografia axial computarizada (TAC) de térax es posible determinar la
severidad del PE y su repercusion sobre los pulmones, corazon y grandes vasos; pudiendo
revelar claramente cualquier compresion o desplazamiento cardiaco (3). Para ello, se
realiza el célculo del indice de Haller o Pectux Severity Index (PSI) (Figura 1). Siendo
considerado normal un PSI hasta 2,5 (4, 5). Por regla general, un indice > 3,25 es
considerado como severo; y aunque en algunos estudios se ha visto que el PSI no se

correlaciona necesariamente con la gravedad de los sintomas (6); si se ha asociado un PSI
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INTRODUCCION

mas elevado con mayor alteracion cardiopulmonar (7). De esta manera, recientes estudios
valoran mediante cardiorresonancia magnética y prueba de esfuerzo cardiopulmonar que
PE con un PSI > 3,25 presentan alteraciones cardiopulmonares: diferencias en el pulso
de oxigeno a esfuerzo méximo (O2/HR) (p=0,01), en el pulso de oxigeno al llegar al

umbral lactico (p =0,017) y en la frecuencia cardiaca al alcanzar dicho umbral (p=0,015)

(8).

Muchos pacientes pueden estar asintomaticos durante la infancia, comenzando a
experimentar sintomas al entrar en la adolescencia o edad adulta. Esto puede ser debido
a un empeoramiento del defecto, a un aumento del ejercicio y la actividad fisica, o por
aumento de la rigidez de la pared anterior del torax (9, 10).

Los sintomas mas frecuentemente asociados con PE incluyen disnea, fatiga, molestias
torécicas y palpitaciones, a menudo en relacion a ejercicios leves que limitan la tolerancia
al esfuerzo (3) (Tabla 1).

Tabla 1. Sintomas mas frecuentemente referidos por los pacientes con PE

Disnea a ejercicios leves e Sibilantes inducidos por el ejercicio

e Pérdida progresiva de la resistencia e Frecuentes infecciones del tracto

respiratorio superior
e Incapacidad para mantener mismo nivel

de ejercicio que personas de su edad o F4cil fatigabilidad
e Dolor toréacico e Mareos / desmayos
e Fatiga progresiva e Intolerancia al ejercicio
o Palpitaciones e Preocupacion estética con afectacion
psicolégica

e Taquicardia

Sin embargo, a pesar de multiples estudios en los que se ha evaluado la repercusion
cardiaca y pulmonar del PE, no hay resultados concluyentes que demuestren de forma
coherente que las alteraciones fisiopatoldgicas se correlacionen con la gravedad de los

sintomas en estos pacientes (6).
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De tal modo, para valorar a los pacientes con PE, en primer lugar se lleva a cabo una
evaluacion visual del defecto haciendo hincapié en la simetria, profundidad (hundimiento
> 25mm); si ésta es parcial o total; con cifosis o escoliosis asociada; u asociacion a otras
patologias (sindrome de Marfan, sindrome de Noonan, sindrome de Turner, osteogénesis

imperfecta o sindrome de Poland).

En aquellos casos con PE moderado-grave que ademas sugieran la existencia de un
compromiso cardiorrespiratorio deben ser evaluados mediante: pruebas de funcién
pulmonar, ecocardiograma, electrocardiograma, e incluso pruebas de esfuerzo
cardiopulmonar (que tienen mas sensibilidad para detectar la presencia de alteraciones

cardiopulmonares).

1.2. Indicaciones y técnicas quirargicas

La edad éptima para la correccion quirtrgica es al inicio de la pubertad: de los 11
a los 13 afos, ya que el cartilago es suficientemente flexible para la remodelacion Yy
suficientemente maduro como para reducir el riesgo de recurrencia durante el periodo de

crecimiento (3).

Aunque la cirugia en adultos también tiene buenos resultados especialmente en PE
simétricos y torax poco rigidos; no obstante, estd descrita una mayor incidencia de

complicaciones que con los pacientes pediatricos (11,12).

En este sentido, la correccion quirdrgica estd claramente indicada en los casos
sintomaticos independientemente de la edad. Mientras que a los pacientes asintomaticos,
se considera que puede haber indicacion quirdrgica si coexisten dos o mas de los

siguientes criterios (13):
- Indice de Haller (PSI) mediante TAC > 3,25

- Anomalias cardiacas: compresion o desplazamiento cardiaco, prolapso de la

valvula mitral, soplo o alteraciones en la conduccion.

- Alteracion funcional restrictiva en las pruebas de funcion pulmonar
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- Recidiva o fallo en la reparacion quirurgica previa del PE

- Otras indicaciones relativas serian la constatacion del empeoramiento progresivo
del hundimiento en controles periddicos y una preocupacion importante sobre el

aspecto estético que implique repercusion psicologica sobre el paciente.

En los casos que no se consideran candidatos a la correccién quirargica inicialmente, en

especial aquellos de corta edad, se recomienda seguimiento periodico.

Para corregir quirargicamente el PE existe una variedad de procedimientos que han sido
usados con éxito. Actualmente los dos métodos mas comunes son la técnica modificada
de Ravitch o procedimiento abierto, mediante toracotomia; y la técnica de Nuss, en la que

se realiza un abordaje minimamente invasivo o cerrado (videotoracoscopia).

La cirugia clasica de correccion del PE ha sido durante muchos afios la técnica de Ravitch,
descrita en los afios 40 (14) (Figura 2) y que posteriormente se ha ido modificando. Este
procedimiento solucionaba el problema en la mayor parte de casos, sin embargo, requiere
de una incision amplia, la exéresis de los cartilagos deformes y las subsecuentes

osteotomias, con un tiempo quirurgico prolongado (15).

Separacion del xifoide Cartilagos costales

A

¥ s

Osteotomia esternal Osteosintesis Sutura musculo pectoral

Figura 2. Técnica de Ravitch modificada (cirugia abierta) (14).
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Quedando relegada en la actualidad para adultos, térax rigidos, formas mixtas, complejas

0 muy asimétricas.

En contraposicion, la técnica de Nuss es un procedimiento minimamente invasivo lo que
la convierte en la mas utilizada actualmente. Fue introducida por Donald Nuss a partir
de 1998 (16). Consiste en la colocacion de una barra subesternal concava que pasa por
detras del esterndn, y posteriormente se gira quedandose en una posicidn convexa para
asi elevar el esternén hacia afuera (17). (Figura 3, 4). En casos en que la deformidad sea
muy importante y en los pacientes con sindrome de Marfan, a veces es conveniente
colocar 2 barras (18). El principio fundamental sobre el que se basa es que con la barra in
situ a lo largo de 2-3 afios se produce una remodelacion de la malformacion toracica
(similar a lo que ocurre con los tratamientos ortoddéncicos), y que se consolida

definitivamente (19).

Figura 3. Técnica de Nuss (procedimiento minimamente invasivo o cirugia cerrada).

Ay B: Dibujo esquematico mostrando la colocacion de la barra mediante la técnica de
Nuss. C: Radiografia de torax mostrando la barra colocada tras la cirugia de correccion

mediante la técnica de Nuss.
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Figura 4. Técnica de Nuss (procedimiento minimamente invasivo o cirugia cerrada).

Fotografias antes (A) y después (B) de la intervencion de correccion de Nuss.

Las ventajas de la técnica de Nuss incluyen evitar una incision de la pared toracica
anterior, la reseccién de los cartilagos costales y una osteotomia esternal, gracias a la
toracoscopia con abordaje minimamente invasivo, sélo precisando recolocacion en un 5
a 7% de los casos (20).

Sin embargo, segun revisiones de la literatura ninguna de las dos técnicas (Ravitch y
Nuss) ha demostrado ser superior a la otra en términos de complicaciones y resultados
(21).

En una serie de casos publicada tras 10 afios de experiencia con la técnica de Nuss en 12
centros nacionales (22) observan que aproximadamente un 30,6% presentan
complicaciones tras la primera intervencion, siendo las mas frecuentes la presencia de
seroma en la herida quirargica (11,4%), desplazamiento de la barra (5,3%), dolor
postoperatorio que precisa la extraccién precoz de la barra (2%), neumotorax (2%),
derrame pleural (1,3%) e infeccion de la herida, con una recurrencia del 1,3%. Resultados

similares a los descritos en la literatura (19, 20).

Existen otras técnicas quirurgicas aungue con mucho menor uso en la practica clinica: el
iman esternal, un sistema que permite la traccion esternal mediante la atraccién magnética
de dos imanes, uno unido al esterndn y otro externo; el implante de protesis de silicona,
que mejora el aspecto del torax sin modificar el plano 6seo; y el pectus up o taulinoplastia,
procedimiento en el cual se coloca una placa anclada al esternon que lo traccionay corrige
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su hundimiento sin necesidad de entrar en la cavidad toracica. También se han llevado a
cabo otras medidas terapéuticas como la campana de succidn externa, mediante la
aplicacion de un sistema de vacio sobre la zona del defecto para reducir la depresion
esternal, pudiendo realizarse como terapia unica o como coadyuvante de la cirugia (23,
24).

1.3. Alteraciones cardiopulmonares e intolerancia al ejercicio

En el examen fisico de los pacientes con PE puede auscultarse un soplo sistolico,
que se corresponden con alteraciones en la ecocardiografia como: la presencia de un
prolapso de la véalvula mitral y/o tricUspide puede darse hasta en el 25% de los pacientes,
pudiendo aumentar dicho porcentaje con la edad (25); aortopatia de Marfan; derrame

pericardico; y otras anomalias en relacion con cardiopatias congénitas (26).

También esta descrita la presencia de arritmias incluyendo el bloqueo de rama derecha
del haz de His, el bloqueo auriculoventricular de primer grado, y el sindrome de Wolff
Parkinson-White (3).

Por otro lado, estudios mas recientes que valoran la funcion cardiaca mediante otras
técnicas como la cardiorresonancia magnética, demuestran que pacientes con PE,
particularmente aquellos con compresién que afecta al ventriculo derecho y al surco
auriculoventricular, manifiestan diversas anomalias cardiacas que se relacionan
principalmente con el esfuerzo, la inspiracion y la funcion diastolica (27); asi como
diferencias en los parametros cardiopulmonares, principalmente en aquellos con PSI >
3,25 (8).

En cuanto a los parametros de funcion pulmonar, podemos encontrar un patréon restrictivo
secundario a la deformidad aunque la mayoria de los pacientes con PE tienen una funcion
pulmonar normal. Sin embargo, el volumen residual (VR) y su relacién con la capacidad
pulmonar total (VR/TLC) medidos mediante pletismografia pueden estar incrementados,
en ausencia de obstruccion bronquial. Estas alteraciones en el patron funcional
respiratorio pueden ser debidas a la rigidez de la caja toracica que ocasiona una

disminucion de la compliance de la pared lo que provoca un trabajo respiratorio
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aumentado sobre todo al esfuerzo (28).

Las investigaciones acerca de las causas de la intolerancia al ejercicio y si la correccion
quirdrgica corrige esta limitacion en los casos de PE muestran resultados controvertidos
(29, 30, 31). Y aunque las pruebas de funcion pulmonar y evaluacion cardiaca mediante
mediciones en reposo pueden ser normales, no podemos excluir la posibilidad de una
limitacion cardiopulmonar durante el ejercicio. En este sentido, las pruebas de esfuerzo
cardiopulmonar son las mas sensibles para detectar y distinguir entre una limitacion al
ejercicio de origen cardiovascular, ventilatoria, o por desacondicionamiento en la
evaluacion de los pacientes con PE (32); ya que durante las pruebas de esfuerzo se evalla
la interaccion entre los sistemas cardiaco y pulmonar, existiendo correlacion entre el

grado de alteracion y la gravedad del defecto (8).

Por lo general, en personas sanas y activas, la tolerancia al ejercicio esta limitada por el
sistema cardiovascular, manteniéndose una reserva respiratoria importante (33, 34). Y el
mantener un ejercicio de alta intensidad esta basado principalmente en los siguientes
pardmetros aerdbicos: VO, méx (consumo maximo de oxigeno a esfuerzo méaximo), VO
lat (consumo de oxigeno al alcanzar el umbral de anaerobiosis o lactato) y VO2/W
(eficiencia) medidos mediante una prueba de esfuerzo maximo, asi como el tiempo para

alcanzar el VO2 max mediante una prueba de esfuerzo subméximo. (4).

En cuanto a los valores de VO2 max en individuos sanos se consideran normales cuando
son > 80% del tedrico, describiéndose en la literatura valores < 55% del tedrico en
pacientes con PE gue mantenian un nivel de actividad regular (4, 35). Por otra parte, la
representacion grafica de los valores de VO- frente a la produccion de dioxido de carbono
(CO2), en lugar de presentar una linea ascendente en ambas variables, que es la respuesta
normal al ejercicio; los pacientes con PE suelen presentar una meseta como se muestra

en la Figura 5.

El umbral de lactato o lactico (AT) es la tasa de la carga/potencia (W) o VO a partir de
la cual se establece una acidosis metabolica y se producen cambios asociados en el
intercambio gaseoso (33). El AT se puede determinar por diferentes métodos, uno de ellos
es el método V-slope (Figura 6). Los valores de AT se informan en términos de consumo
de oxigeno (VO lat) similar a VO2 méx (mL/min y en porcentaje frente a su teorico).

VO lat en individuos sanos esta en torno al 50-60%, mientras que en poblaciones con

11
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patologia cardiopulmonar, este valor es a menudo igual o0 menor al 40% (91). Malek et

al. (4) describe valores < 39% en PE con actividad fisica regular y PSI > 4.
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Figura 5. Meseta en el panel VO2/VCO: (4)
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Figura 6. Determinacion del umbral de lactato mediante método de V-slope (38)
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Debido a la estructura de la pared toréacica en pacientes con PE se ha sugerido que la
respuesta pulmonar es similar a las personas con una enfermedad pulmonar restrictiva,
siendo importante examinar la ventilacion minuto (VE), el volumen corriente, la
frecuencia respiratoria, y la reserva respiratoria durante una prueba de esfuerzo
incremental. VE es el producto del volumen corriente y la frecuencia respiratoria y
durante una prueba de esfuerzo incremental, que puede aumentar en unas 30 veces al
llegar a VO2 max (33).

Este aumento es debido, en parte, a un aumento tanto del volumen corriente como de la
frecuencia respiratoria. En los pacientes con PE, sin embargo, la capacidad de aumentar
el volumen corriente esta limitada, debido a la configuracion de su pared toracica. Como
resultado, el continuo aumento de la VE en el transcurso de la prueba incremental es

principalmente debido a un aumento en la frecuencia respiratoria.

También es interesante analizar el valor maximo de VE alcanzado al final de una prueba
de esfuerzo ya que puede ser comparado al valor de la ventilacion voluntaria méxima
(VVM). Para evaluar si el paciente presenta una limitacion respiratoria al ejercicio, se
puede comparar el valor de VE maximo alcanzado en el VO, max como porcentaje del
valor de VVM del paciente: VVM% = [VE méax / VVM] x 100). En individuos sanos, el
VVM% en el VO, max es aproximadamente el 50-70% (33, 36), mientras que en
pacientes con enfermedad respiratoria (por ejemplo, EPOC), este valor puede ser mayor
del 80% (33).

Desde el punto de vista cardiovascular, Saleh et al. (37) valora mediante
cardiorresonancia a pacientes con PE previo a cirugia de correccion, encontrando una
reduccion del 6% en la fraccidn de eyeccion del ventriculo derecho (FEVD) en reposo en
relacion a los controles. Otros investigadores utilizan la prediccion de la frecuencia
cardiaca maxima como marcador para alcanzar los limites superiores de la tolerancia al
ejercicio durante una prueba de esfuerzo incremental. Aunque en la literatura este
planteamiento es inadecuado debido a las variaciones asociadas a las ecuaciones de
prediccién disponibles. En cambio, el andlisis de la reserva cardiaca (la diferencia entre
los valores medidos y la frecuencia cardiaca maxima prevista) nos da mayor informacion,

pudiendo determinar si el sujeto presenta limitacion cardiovascular. Como regla general,
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un escaso valor de reserva cardiaca y una alta reserva respiratoria indica limitacion

cardiovascular para el ejercicio incremental.

Otra variable que podemos obtener con la PECP es el pulso de oxigeno (O2/HR), medida
de la eficiencia cardiovascular, que se encuentra disminuido en este tipo de pacientes al
alcanzar VO, max al compararlo con sujetos sanos (57 +9% frente a 90 +20%). O2/HR
se encuentra estrechamente relacionado con el volumen sistolico (VS) y puede ser

utilizado para su estimacion en diversas etapas de la prueba de esfuerzo (38).

Lesbo et al. (39) mide la funcion cardiaca mediante PECP en 49 PE y 26 individuos
controles emparejados por edad, donde el indice cardiaco es inferior en los pacientes con
PE en comparacion con los sujetos control (6,3-7,0 L/min/m? versus 7,3-8,8 L/min/m?;
p=0,0001), relacionando este hallazgo con un indice sistélico mas bajo (39-45
mL/latido/m? versus 44-64 mL/latido/m?; p=0,0022), sin cambios en la frecuencia

cardiaca.

Los principales mecanismos a los que se atribuye estas alteraciones fisiolégicas en los
pacientes con PE se cree que sean debidas a factores anatdmicos: la compresién toracica
y cardiaca (29). Al existir una compresién esternal se produce una disminucién del
volumen toracico, pudiendo reducirse la saturacion venosa mixta de oxigeno, la tolerancia
al esfuerzo, el volumen corriente, y la capacidad vital; lo que causaria disnea y una
disminucion de la resistencia, produciéndose una taquipnea compensatoria durante el
esfuerzo (30). Asi mismo, la compresion cardiaca secundaria a la deformidad también
puede reducir el volumen sistolico y el gasto cardiaco en casos severos, con una reduccion
del retorno venoso al corazon, causando una fatiga acelerada y una taquicardia

compensatoria (40, 41, 42).

1.4. Alteraciones cardiopulmonares tras la correccion quirurgica

Los efectos fisioldgicos del PE y su posterior resolucion tras la correccion son
objeto de controversia, realizandose diferentes revisiones sistematicas y meta-analisis con
el fin de valorar los principales cambios cardiopulmonares tras la cirugia de correccion
del PE.

14
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1.4.1. Funcion cardiopulmonar en reposo

En relacién con la funcion pulmonar en reposo, Malek et al. (30) calcula el valor
promedio de mejora de cada uno de los pardmetros de funcion pulmonar (un total de 52
medidas de efectos) a partir de 12 estudios que incluyen FEV1, FVC, FEV1/FVC, TLC,
VVM principalmente. Obtiene que el valor promedio tras la reparacion quirurgica del PE
en la funcién pulmonar es muy pequefio (0,08) sin significacion estadistica. En cambio,
algunos autores demuestran una caida inicial de la funcion pulmonar en el postoperatorio
reciente que mejora con respecto a los valores previos a la cirugia a largo plazo (45, 46,
47, 48). Esta heterogeneidad en los resultados puede ser debida también a que las
mediciones se realizan en algunos estudios sin la retirada de la barra subesternal en el

caso de la técnica de Nuss (44).

En cuanto a los cambios producidos mediante la técnica de Ravitch son menores (49, 50),
atribuyéndose de manera potencial a la rotura y posterior calcificacion del cartilago

condrocostal.

Por otro lado, Redlinger et al. (51) emplea la pletismografia optoelectrénica (OEP) para
realizar un analisis del movimiento y asi demostrar una disfuncion mecanica del
movimiento del térax y la pared abdominal en los pacientes con PE. Durante una
respiracion profunda, el movimiento de la parte superior e inferior del esternén se reducen
en un 28-51%, y el movimiento de la pared abdominal se incrementa en un 147% en
pacientes con PE comparado con un grupo control, pudiendo deberse a una reaccion
compensadora. Al analizar estos datos después de 6 meses tras la retirada de la barra
subesternal se obtiene una resolucion de ese movimiento paraddjico del esternon y la
pared abdominal. Por lo que estos datos de mejora de la mecanica respiratoria pueden

proporcionar una explicacion al aumento observado principalmente en el FEV1.
Con respecto a los cambios en la funcion cardiaca en reposo tras la cirugia de correccion,

al igual que con las pruebas de funcién pulmonar, no se ha establecido una hipotesis clara

que expligue el impacto de los cambios tras la cirugia del PE.
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Diferentes estudios que valoran la funcién cardiaca derecha mediante ecocardiograma,
ecotransesofagica 0 TAC han obtenido resultados de mejora significativa frente a la

situacion previa a la cirugia (48, 52- 58).

De manera més reciente se han evaluado los cambios mediante cardiorresonancia
magnética observandose un aumento de FEVD a las 2 semanas tras la cirugia, y cuyo
efecto persiste 1 afio después de la misma (45,7 +1,7 a 48,3 +1,3; p = 0,0004) (59). En
este estudio también se demuestra que el unico hallazgo que predice la mejoria en la

FEVD después de la cirugia del PE es una baja FEVD preoperatoria.

Ademas, las anomalias valvulares, siendo con mayor frecuencia el prolapso y la
regurgitacion de la valvula mitral, también se resuelven en casi todos los pacientes. Los
cambios anatomicos producen un alivio de la compresion cardiaca que ha sido postulado
por varios autores como origen de la mejoria en el llenado y la funcién del corazon
derecho (44).

En comparacion con el ventriculo derecho, el ventriculo izquierdo esta situado mas
posteriormente siendo una estructura muscular mas gruesa. Esta combinacién hace que
el ventriculo izquierdo esté mas protegido de los efectos compresivos del esternén que el
ventriculo derecho. Estas razones probablemente expliquen los ausentes o menores
cambios que se producen en los parametros de funcion ventricular izquierda en reposo

tras la cirugia de correccion del PE (47, 59).

Sin embargo, es importante reconocer que las imagenes en declbito supino puede
subestimar la gravedad de esta compresion frente a la posicion vertical que se mantiene

durante el ejercicio (57).

1.4.2. Funcion cardiopulmonar durante el esfuerzo

Mediante las PECP podemos valorar la integracion del sistema cardiorrespiratorio
y metabdlico, y poder analizar la limitacion o intolerancia al ejercicio fisico. La respuesta
méaxima frente a la respuesta alcanzada en el umbral de lactato, es més facil de medir y
es muy reproducible (coeficientes de variabilidad entre el 5 y el 7%) tanto en sujetos
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sanos como en individuos con distintas enfermedades, incluso cuando el ejercicio se

termina voluntariamente por sintomas (60, 61).

Los principales pardmetros analizados en la mayoria de los estudios son el consumo
maximo de oxigeno corregido por el peso (VO2 max/kg) y el pulso de oxigeno (O2/HR),

medida de la eficiencia cardiovascular.

Desde los afios 80 se recogen en la literatura diferentes estudios que valoran los cambios
cardiopulmonares mediante PECP tras la cirugia de correccion. Se han analizado dieciséis
estudios (36, 40, 46-48, 62-72) que describen la tolerancia al ejercicio mediante pruebas
de esfuerzo cardiopulmonar méaximas (Tabla 2), encontrando mejoria en el VO2 méax en
7 estudios con una media de entre el 8% y el 15% después de la cirugia (tanto con cirugia
abierta como con el procedimiento minimamente invasivo), 8 estudios no encuentran
mejoria en el VO2 max, y en un estudio (68) disminuye un 19% a los 3 meses del primer

tiempo quirdrgico de la técnica de Nuss, es decir, sin retirada de la barra subesternal.

En cuanto al O2/HR al alcanzar VO, méx se encuentra disminuido en pacientes con PE al
compararlo con sujetos sanos (39, 70), incrementandose de manera significativa en todos
los estudios analizados tras la cirugia de correccion tanto en valores absolutos como en
sus porcentajes frente a los teoricos (36, 40, 46-48, 62-72), con un 15-40% de mejora
(Tabla 2).

Con respecto a VO3 lat, Neviere et al. (66) describe una mejora significativa tras cirugia
abierta en el global de pacientes independientemente de la actividad fisica que realizaban
previamente (20,3 +5,3 mL/min/kg versus 22,1 + 4,7 mL/min/kg; p=0,002).

A modo de ejemplo, en las Figuras 7 y 8 se muestran dos graficas de Wasserman
relacionando O2/HR y VO,/VCO: en pacientes con PE sintomaticos antes y después de

la cirugia de correccion (4, 20).
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Figura 7. Prueba de esfuerzo cardiopulmonar comparando frecuencia cardiaca (HR) y pulso de

oxigeno (O2/HR) en pacientes con PE sintomaticos (4): antes (A) y después (B) de la cirugia.
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Figura 8. Prueba de esfuerzo cardiopulmonar comparando consumo de oxigeno (VO2) y produccion

de dioxido de carbono (VCO2) en pacientes con PE sintomaticos (4):

antes (A) y después (B) de la cirugia.
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En relacién a pardmetros de limitacion ventilatoria, Malek et al. (73) encuentra una
disminucion en las frecuencias respiratorias con un aumento concomitante de los
volimenes corrientes en pacientes con PE moderamente severos tras la cirugia de
correccion mediante la técnica modificada de Ravitch. Igualmente, Borowitz et al. (36)
encuentra resultados similares en 10 pacientes con PE sometidos a cirugia de correccion

mediante la técnica de Nuss.

Das et al. (62), observa cambios significativos tras la cirugia de correccion de PE
mediante técnica de Nuss en VVM durante el esfuerzo (incrementa 32,9; p=0,01) y en
VE en porcentaje (64,0 + 25,0 % versus 90,0 + 41,0 %; p=0,01) aunque sin cambios en
la relacion VE/VVM. Igualmente, Morshuis et al. (71) y Quigley et al. (70) describen un
incremento significativo de la VE tras cirugia abierta. Neviere et al. (67) analiza cambios
tras la técnica de Ravitch modificada (procedimiento abierto) en 70 PE encontrando
mejora en VE tanto en valores absolutos como en porcentaje aunque sin diferencias

estadisticamente significativas (Tabla 2).

En contraposicion los autores O'Keefe et al. (47) y Sigalet et al. (68, 69) describen una
disminucion significativa en VE méx (Tabla 2) tras la técnica de Nuss. Por lo tanto, para
entender mejor los efectos del PE en la funcion pulmonar, debe examinarse no sélo los
parametros habituales de funcion pulmonar, sino también otros como el volumen
corriente, la frecuencia respiratoria, la VE max y la VVVM durante una prueba de esfuerzo

incremental.

En definitiva, existe un aumento medible en la capacidad de ejercicio después de la
cirugia en PE, que puede deberse a maltiples factores, como es el alivio de las camaras
cardiacas comprimidas tras el aumento anterior-posterior de las dimensiones toracicas, lo
que podria facilitar y mejorar el retorno venoso. Asi como la mejora en la mecénica

ventilatoria durante el ejercicio tras las la correccion.
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Tabla 2. Principales estudios que analizan los cambios cardiopulmonares durante el esfuerzo en pectus excavatum tras la cirugia de correccion

VO2 max O2/HR VE méax
Media . Retirada Incluye
[o]

Autores Cirugia p N " de SIS de la grupo

L (meses) barra control Basal Post-cirugia | Basal Post-cirugia Basal Post-cirugia
Das et al. _
2019 Nuss n=24 13 12-24 No No 320+130 |450+100* | 90440 | 130+£50* | 64,0+250 | 90,0+41,0*
Udholmet | .. | n12 | 32 12 No No 304460 | 33350 ] ] - -
al. 2016
Kellyetal. | Nussy | g, | 5 13 Si No 32433 | 35+34* |136+35| 162+49* ; ;
2013 abierta
BREREEN  Nuss | n=67 14 39 si No 332475 | 342475 | 8% |g05+183*% | 700165 | 644+17.7*
al. 2013 14,4
Maargasid s | .. n=44 16 39 Si Si(n=26) | 26,0+7,1 | 29,0+59* - - - -
etal. 2013 OEL D ED,
Neviere et . _ i - 80,0 = - ) )
21 2013 Abierta | n=20 32 12 No 308+69 | 344+86 1o | 910140
;g;‘g etal. | Nuss | n=3s 15 12 No Si(n=24) | 26,0+£60 | 280+6,7 - - - -
NEVISIEERN Abierta | n=70 27 12 ; No 349+75 | 376+71% | 0% |1060+80%|540+11.0| 59,0+ 130
al. 2011 12,0
Cita L0 Nuss n=59 16 36 Si No 438+65 | 422+72 - - - -
etal. 2010 = ©x 0, el
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:I'gggegft Nuss n=23 13 39 Si No 341+61 | 355+68 |77,1+95| 825+92* | 71,7195 | 64,5+16,2 *
Borowitzet | .. | n=10 13 6-12 No No 435 42,2 ; ; 59,6 56,2
al. 2003
Sigalet et _ + + - + +09* + + 08 *
1 2003 Nuss n=11 14 3 No No 356+15 |291+11,9*% |77,1+95| 825+92* | 713+35 | 607+26
Haller et al. . _ L

Abierta n=36 16 6 - Si (n=6) - - 115+£37| 129+36* - -
2000
g”'lgggg & | Abierta | n=15 16 8 - Si (n=6) 400+80 | 400+70 |11,5+37| 129+36* |880£300| 920%80
Morshuis et . _ * - 39,9 *
ol 1994 Abierta | n=35 18 12 ; No 268+61 | 296+79* | 82+26 | 90+44 Jiho | 416152
Cahill et al. . _ .
1984 Abierta n=14 11 3-9 - No 1,3+0,4 15+04 - - - -

* Correlacion significativa (p<0,05)
- : no aplica o no hay datos

Cirugia abierta que incluye técnica de Ravitch, modificada u otros procedimientos no especificados
VO, méx: consumo de oxigeno maximo expresado en mL/min/kg (salvo Kelly et al. en L/min, y Cahill et al. en L/kg)
O2/HR: pulso de oxigeno al alcanzar respuesta maxima expresado en porcentaje frente a predicho (salvo Das, Kelly, Haller, Quigley y Morshuis et al. en mL/lpm)

VE méx: ventilacion minuto maxima expresada en porcentaje (salvo Quigley y Morshuis et al. en L/min)
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Aunque la mayoria de los estudios analizan los cambios en cuanto a tolerancia al ejercicio
medidos mediante PECP. Sin embargo, las pruebas de esfuerzo submaximo (PEsubméx)
estan ganado popularidad en la evaluacion de intervenciones. En este caso, las potencias
utilizadas oscilan entre el 75% y el 85% de VO, max obtenido mediante la PECP. El
parametro fundamental es el tiempo que dura la prueba (TLim), aungque pueden medirse
también variables del metabolismo aerébico y cardiopulmonar. Se ha visto que las
pruebas constantes a esfuerzo subméaximo son las mas sensibles a intervenciones (74), sin
embargo tienen un problema, y es que es dificil estandarizar la magnitud del esfuerzo;
por lo que con frecuencia se calcula la potencia para que el sujeto mantenga el ejercicio
entre 3 y 10 minutos (75). Con este procedimiento se considera clinicamente relevante
una mejoria de 90 segundos (76).

En base a esto, Malek et al. (4) describe que de manera basal los pacientes con PE
presentan un T m mas bajo a pesar de un nivel de actividad fisico basal adecuado. No
tenemos estudios que analicen los cambios tras la cirugia de correccion del PE mediante
PEsubmax, sélo hay referencia a un caso clinico en el que se obtiene una mejora en el

tiempo hasta alcanzar VO, méx a los 6 meses de la cirugia mediante técnica de Nuss (73).

En cuanto a la capacidad de ejercicio mediante otras pruebas, Yeh et al. (77) describe la
correlacion existente entre el incremento de la circunferencia toracica a nivel axilar y
xifoideo (r=0,8424 y 0,7951; respectivamente) en inspiracién maxima a los 3 meses tras
la cirugia mediante técnica de Nuss, y la mejora en la capacidad de ejercicio medido
mediante la prueba de la marcha de los 6 minutos (544, +64,1 metros versus 637,3 +59,4
metros; p < 0.01).

1.5. Actividad fisica

Al evaluar a los pacientes con PE antes y después de la cirugia de correccion, es
importante analizar el historial de ejercicio habitual del paciente para minimizar los
efectos de confusion del desacondicionamiento (38). Este es un componente critico del
proceso de evaluacién, porque en los meses posteriores a la reparacion quirurgica, los
pacientes pueden reducir su nivel de actividad fisica (AF) o adoptar un estilo de vida
sedentario para evitar el desplazamiento de la barra en el caso de la intervencion mediante
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procedimiento minimamente invasivo. Se recomienda recoger el modo (es decir, el tipo
de ejercicio realizado), la frecuencia (es decir, sesiones por semana), la duracion (horas
por semana), la cantidad de tiempo que el ejercicio se ha mantenido de manera constante
y la intensidad para cada paciente.

Pocos estudios incluyen estos datos en su analisis y en aquellos que hacen referencia a la
AF que realizan los pacientes lo hacen a través de cuestionarios breves no validados para
cuantificar medidas de AF. Asi, Malek et al. (4) y Das et al. (62) describen que mas del
85% de los PE analizados tenian una historia de AF aerdbica entre 30 minutos a 2 horas
al dia durante 3 + 1,5 dias a la semana. A pesar del nivel de AF, presentan alteraciones
cardiopulmonares principalmente en relacion con VO lat que no se relaciona con un
desacondicionamiento fisico (4), e incluso mayores incrementos en VO2 max en los
pacientes entrenados frente a aquellos que no realizaban AF de manera regular (42,1+ 6,0
mL/min/kg versus 37,6 +7,1 mL/min/kg; p<0,05) (67).

Otros autores como Lesbo et al. (39) y Tang et al. (66) describen la AF realizada por el
paciente mediante una puntuacion del 1 al 4, donde 1: AF menos de 1 vez al mes, 2: AF
1-3 veces al mes, 3: 1-2 veces a la semana y 4: > 3 veces a la semana, encontrando que
las puntuaciones medias de AF en los PE son menores comparados con el grupo control
(3,1 +0,4 versus 3,6+ 0,3; p=0,05) (39), aunque sin cambios a nivel de entrenamiento al
afio tras la cirugia de correccién (66). Igualmente, Zuidema et at. (78) observa que el
nimero de pacientes con PE que practica deporte antes y después de 12 meses de la
cirugia de correccion se mantiene similar, asi como el tipo de actividad deportiva, deporte

individual o de equipo que no muestra cambios significativos.

1.6. Calidad de vida

Otro aspecto a tener en cuenta es el impacto en relacién con la calidad de vida que
presenta el PE en los pacientes. La correccion quirdrgica del PE puede mejorar
significativamente las dificultades en cuanto a la imagen corporal y las limitaciones de la

actividad fisica experimentadas por los pacientes (79).
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El impacto a nivel psicosocial no se ha relacionado con la severidad del PE (29),
produciéndose mejoras en la esfera tanto fisica como en la satisfaccion con la imagen
corporal que presentan los pacientes; medido de manera telefonica (80) a los pacientes y
a sus padres/cuidadores, 0 mediante entrevistas semiestructuradas (81),

correlacionandose el grado de satisfaccion entre los padres/cuidadores y pacientes (82).

Algunos autores postulan que las altas calificaciones de los pacientes pueden estar
sesgadas por las expectativas de la cirugia, asi Henning et al. (82) compara la
autoevaluacion del paciente con la evaluacion de los médicos de cabecera mediante el
Single Step Questionnaire (SSQ) tras la cirugia mediante técnica de Nuss sin retirada de
la barra subesternal. Observan una correlacion significativa entre las calificaciones
globales de los médicos de cabecera (n=39) y los pacientes (n=22) (r=0,437; p<0,001), y
las puntuaciones medias totales obtenidas son similares entre pacientes y médicos (63,4
+2,6 versus 67,5 +2,4; no significativo). Aungue el andlisis detallado revel6 que los
médicos de cabecera puntlan varios elementos de manera diferente a sus pacientes: la
actividad social (p <0,05) y la autoestima preoperatoria (p <0,05) significativamente mas
bajas los meédicos frente a los pacientes, pero los episodios de dolor (p <0,05) y el
deterioro de las actividades diarias (p <0.05) durante el periodo con la barra implantada

significativamente més alta en los médicos que en sus pacientes.

Debido a que las puntuaciones pueden no ser las mismas dependiendo del momento
posterior a la cirugia, Zuidema et al. (83) realiza el SSQ en 108 pacientes intervenidos
mediante técnica de Nuss a las 6 semanas, 6 meses, 1 afio y 2 afios después de la
operacion; existiendo una mejoria significativa en la puntuacion total del SSQ (p<0,009),

especialmente entre las sexta semanay los 6 meses (p=0,006) tras la cirugia de correccion.

También se han utilizado otros cuestionarios especificos como el Pectus Excavatum
Evaluation Questionnaire (PEEQ), en el que también se ha visto una mejoria significativa
en cuanto al impacto psicosocial (29) y una menor dificultad en la realizacion de las
actividades deportivas (p<0,001) (78), a pesar de no existir cambios en el nivel de AF o

tipo de actividad realizada tras la cirugia.

Asi como mediante el cuestionario de Nuss validado por Lawson et al. (80) en la

poblacién pediatrica (pacientes y sus padres), y posteriormente publicada una
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modificacion de éste para la poblacion adulta (84) (NQ-mA), pudiendo valorarse
igualmente el componente psicosocial y fisico con mejoria tras la cirugia de correccién
(85), incluso al comparar las puntuaciones con un grupo control (86, 87). Jacobsen et al.
valora la calidad de vida entre nifios/adolescentes con PE tras la cirugia sin retirada de la
barra subesternal y un grupo control de nifios/adolescentes sanos. Obtiene unas
puntuaciones significativamente mejores en el grupo de pacientes con PE en comparacion
con el grupo control (p<0,05), donde eran mas bajas las puntuaciones en cuanto a la
autoestima y la imagen corporal con una mejoria significativamente mas alta tras la
cirugia en NQ-mA y SSQ (p <0,001) (87).

Dado que el impacto psicosocial y fisico es un factor importante en la toma de decisiones

terapéuticas, debe incluirse una evaluacion sistematica de la misma en la valoracion de

pacientes con PE.
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2. HIPOTESIS Y OBJETIVOS DEL ESTUDIO

La limitacion al ejercicio estd descrita en los pacientes con PE, existiendo
controversia en cuanto a su repercusion tras la cirugia de correccion. Interesa valorar en
este tipo de pacientes la tolerancia al esfuerzo antes y después de la cirugia de correccion,

y su correlacion con el nivel de actividad fisica que presenta y su calidad de vida.

OBJETIVO PRINCIPAL:

- Evaluar los cambios producidos en relacion con la tolerancia al ejercicio tras la
cirugia de correccion mediante una prueba de esfuerzo maximo (PECP) y

submaximo (PEsubméx).

OBJETIVOS SECUNDARIQOS:

- Evaluar la diferencia en los niveles de actividad fisica de los pacientes con PE tras
la cirugia representados como cambios en la media de nimero de pasos dados por
dia y como tiempo empleado en realizar actividades de intensidad leve, media y

alta.

- Evaluar la importancia de estos cambios en términos de calidad de vida e impacto

psicologico.
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3. MATERIAL Y METODO

3.1. Poblacion de estudio

Pacientes con diagnostico de pectus excavatum que fueron derivados desde el
Servicio de Cirugia Torécica al Servicio de Neumologia del Hospital Virgen Macarena
de Sevilla para valoracién prequirdrgica previa a cirugia de correccion por cualquiera de

las técnicas aceptadas para ello (técnica de Nuss y técnica de Ravitch).

3.2. Criterios de inclusion

- Pacientes con pectus excavatum a los que se les planted intervencion

quirargica de correccion.
- Edad > 14 afios.
- Aceptacion a participar y firma de consentimiento informado (ANEXO ).

- En aquellos pacientes menores de 18 afos se exigio el consentimiento de los

padres.

3.3. Criterios de exclusion
- Negativa a participar en el estudio.

- Imposibilidad de realizar o comprender las indicaciones de cualquiera de las

exploraciones funcionales indicadas.

- Presencia de enfermedad respiratoria concomitante (fibrosis quistica, asma

bronquial y discinesia ciliar primaria).

3.4. Tamano muestral

Para el calculo del tamafio muestral se tuvo en cuenta la poblacion de pacientes

con pectus excavatum de nuestra area, asi como el nimero de casos que se intervinieron
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en los 3 afios previos al periodo de estudio. Aceptando un error o del 5% (se desea un
intervalo de confianza al 95%), y un Factor de Error Estandarizado del 0,3, el tamafio

muestral seria de 21 pacientes.

3.5. Aspectos éticos

El presente estudio sigue las normas nacionales e internacionales en relacion a los
aspectos éticos para la investigacion médica en seres humanos (Declaracion de Helsinki
y Tokio). Conforme a la Ley Orgénica de Proteccién de Datos de Caracter Personal
(15/1999 del 13 de Diciembre, LOPD) se garantiza la confidencialidad de las personas y
sus datos utilizados para esta investigacion. Este estudio ha sido presentado y aprobado
por el Comité de Etica e Investigacion Clinica del Hospital Universitario Virgen
Macarena de Sevilla (ANEXO II). Se dispone de hoja informativa y consentimiento
informado que se anexa (ANEXO 1).

3.6. Disefo del estudio

Estudio de cohortes observacional, longitudinal y prospectivo con inclusién
consecutiva de todos los pacientes con pectus excavatum a los que se plante6 intervencion
quirdrgica de correccion de acuerdo a los criterios de inclusion y exclusion anteriormente
descritos. El presente estudio sigue las directrices para la comunicacién de estudios

observacionales de la Declaracion STROBE (88).

Los pacientes fueron reclutados y se les invitd a participar en el estudio una vez fueron
derivados al Servicio de Neumologia para la realizacion de la valoracion funcional
respiratoria pre-quirdrgica. El periodo de reclutamiento se realizé desde enero de 2012
hasta julio de 2015, realizandose dos visitas: una primera visita basal o pre-quirargica y
una segunda visita a partir de los 3 meses de la cirugia (en el caso que la intervencion
realizada fuese mediante la técnica de Nuss, la segunda visita 0 postquirurgica se realizé
a partir de los 3 meses del segundo tiempo de la cirugia de correccion). La eleccién de

unatécnica u otra dependi6 de las caracteristicas de la deformidad en cuanto a la asimetria
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de la misma, edad, etc.; a decisién de los cirujanos toracicos que realizaron dicha

intervencion, siguiendo siempre los mismos criterios.

* En la primera visita (basal o pre-quirargica) se llevo a cabo:

Historia clinica general detallada en la que se recogieron la edad, género e
historia tabaquica (fumador 6 exfumador con consumo acumulado, no
fumador), comorbilidades que pueden asociarse al pectus excavatum
(sindrome de Marfan, enfermedad de Ehlers Danlos, enfermedad
neuromuscular, sindrome de Turner, sindrome de Noonan, escoliosis,
displasia broncopulmonar, cardiopatia congénita y enfermedad metabdlica),
exploracién (peso, talla, indice de masa corporal (IMC), frecuencia cardiaca
y saturacién de oxigeno basal mediante pulsioximetria (pox)) y sintomas que
pudiese asociarse a la deformidad (disnea, fatiga, dolor toracico, palpitaciones

e intolerancia a esfuerzo).

Célculo del indice de Haller o Pectux Severity Index (PSI) mediante
tomografia axial computarizada (TAC) de térax realizada previamente.

Escala de disnea de la Medical Research Council modificada (mMMRC)
(ANEXO I11).

Calidad de vida relacionada con la salud mediante cuestionario European
Quality of Life-5 Dimensions (EQ-5D) (ANEXO IV) asi como cuestionario
especifico Nuss modificado para adultos, Nuss Questionnaire modified for
Adults (NQ-mA) (ANEXO V).

Medicion de la actividad fisica (AF) mediante la versidn corta del cuestionario
internacional de actividad fisica International Physical Activity Questionnaire
(IPAQ) (ANEXO VI) y el uso de un holter de actividad fisica o acelerometro
(ArmBand, de la firma BodyMedia) durante una media de 3-5 dias de la

Semana.
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- Valoracion funcional respiratoria incluyendo espirometria forzada basal y tras
prueba broncodilatadora mediante neumotacdgrafo (Jaeger Viasys
Mastercope) siguiendo las recomendaciones de la Sociedad Espafiola de
Neumologia y Cirugia Toracica (SEPAR) (89); difusion de mondxido de
carbono (DLCO) mediante analizador (Jaeger MasterScreen) mediante la
técnica de respiracion Unica con apnea segun la normativa SEPAR (90);
prueba de esfuerzo cardiopulmonar (PECP) mediante ergoespirdmetro con
medicion de consumo de oxigeno (Ergoselect Ergoline Viasprint 150P)
mediante un protocolo incremental seguin recomendaciones de la SEPAR (91).
Y prueba de esfuerzo submaximo (PEsubméax) mediante cicloergdmetro
(Ergoselect Ergoline Viasprint 150P) sin medicién de consumo de oxigeno (al

80% de la carga maxima alcanzada en el esfuerzo maximo) (76).

- Valoracion cardiaca mediante electrocardiograma (normal, bloqueo
auriculoventricular 1° grado, bloqueo de rama derecha del haz de Hiss,
sindrome de Wolff Parkinson-White, eje desviado derecha 6 descenso ST) y
ecocardiograma (determinacion del desplazamiento sistlico del anillo
tricuspideo (TAPSE), prolapso de la valvula mitral u otras alteraciones
observables), realizada de manera reglada e informada por la unidad de

Cardiologia del hospital, siguiendo siempre los mismos criterios.

* Segunda visita o visita postquirdrgica: a partir de los 3 meses tras la intervencion y
dentro del primer afio post-cirugia. En el caso de la correccion mediante técnica de Nuss
fue a partir de los 3 meses tras el segundo tiempo de la técnica (retirada de la barra). En
esta visita se evaluaron sintomas y disnea mediante escala MMRC, la presencia o no de
complicaciones postquirargicas (neumotorax, derrame pleural, infeccion de la herida
quirdrgica, desplazamiento de la barra, seroma, reaccion alérgica al material o hernia
pared abdomen), pruebas funcionales respiratorias, PECP y PEsubmax, valoracion
cardiaca, cuestionarios de calidad de vida asi como medicion de la AF mediante
cuestionarios especificos asi como con un holter de AF. Para todas las variables

recogidas se siguieron los mismos criterios de evaluacion que en la visita basal.

En la Figura 9 se muestra de forma esquematica el cronograma del estudio.
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DiA1 A PARTIR 3 MESES

Cirugia:
- Técnica de Ravitch
6

- Técnica de Nuss
ler tiempo

Figura 9. Cronograma del estudio.

* Si se realizé Técnica de Ravitch
** Sj se realizé Técnica de Nuss

A PARTIR 12 MESES

Cirugia:

- Técnica de Nuss
22 tiempo

A PARTIR 15 MESES
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asi la confidencialidad de los mismos.

en las que se recogieron los datos.

Todos los datos fueron recogidos en una hoja de recogida de datos, identificando a los

pacientes de forma numérica con objeto de evitar afiadir datos personales, salvaguardando

En la Tabla 3 se detallan los procedimientos llevados a cabo en las dos visitas del estudio

Tabla 3. Procedimientos a realizar en cada una de las visitas

12 VISITA BASAL

22 VISITA POSTQUIRURGICA

Comprobacion de los criterios de

inclusion

Firma del consentimiento informado
(ANEXO I)

Historia clinica: edad, sexo,

comorbilidades, exploracidn, sintomas
Célculo indice de Haller 6 PSI

Escala disnea mMRC

Cuestionario EQ-5D (ANEXO 1V)
Cuestionario NQ-mA (ANEXO V)
Cuestionario IPAQ (ANEXO VI)
Entrega holter de actividad fisica

Pruebas funcionales respiratorias:
espirometria forzada basal y tras
broncodilatacion, DLCO, PECP,

PEsubmax

Pruebas cardiacas: electrocardiograma,

ecocardiograma

Recogida de complicaciones

Historia clinica: exploracion, sintomas
Escala disnea mMRC

Cuestionario EQ-5D (ANEXO IV)
Cuestionario NQ-mA (ANEXO V)
Cuestionario IPAQ (ANEXO V1)
Entrega holter de actividad fisica

Pruebas funcionales respiratorias:
espirometria forzada basal y tras
broncodilatacion, DLCO, PECP,

PEsubmax

Pruebas cardiacas: electrocardiograma,

ecocardiograma
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3.7. Variables analizadas

A. Variables:

% Variables principales:

- Cambios en el consumo de oxigeno al alcanzar la respuesta maxima (VO2 méx y
VO, max/kg), consumo de oxigeno al alcanzar el umbral de lactato (VO lat), pulso
de oxigeno (O2/HR) y ventilacion minuto (VE) en PECP.

- Incremento en segundos del tiempo (TLim) de duracion alcanzado en PEsubméx tras

la cirugia de correccion.

«+» Variables secundarias:

- Cambios en los niveles de actividad fisica de los pacientes con PE tras la cirugia
representados como cambios en la media de nimero de pasos dados por dia y como
tiempo empleado en realizar actividades de intensidad leve, media y alta, medidos

mediante holter de actividad fisica.

- Cambios en los niveles de actividad fisica de los pacientes con PE tras la cirugia
representados como cambios en MET-minutos/semana de manera global y segun tipo
de intensidad de actividad fisica mediante el cuestionario IPAQ (ANEXO VI).

- Cambios en las puntuaciones obtenidas en cuestionarios de calidad de vida segun el
cuestionario EQ-5D (ANEXO 1V) y NQ-mA (ANEXO V).

% Otras variables: sexo, edad, historia tabaquica, presencia de comorbilidades,
IMC, sintomas, indice de Haller, puntuacion en la escala disnea mMMRC, volumen
espiratorio forzado en el primer segundo (FEV1), capacidad vital forzada (FVC),
difusion de CO, presencia de alteraciones electrocardiogréficas, alteraciones

ecocardiograficas y complicaciones postquirdrgicas.
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B. Métodos de medicion:

% Variables principales:

- VO2 max, VO2 méax/kg, VO lat, O2/HR y VE en PECP: se tratan de variables
cuantitativas en sus valores absolutos y en sus porcentajes frente al teorico obtenidos
segun edad, sexo, talla y raza.

La PECP se realiz6 en un ergoespirometro (Ergoselect Ergoline Viasprint 150P) bajo
la supervision de un neumdlogo mediante un protocolo incremental, la carga se
incrementd de forma progresiva hasta el maximo esfuerzo tolerado por el paciente
(prueba de esfuerzo incremental limitada por sintomas). EI incremento de carga puede
efectuarse de forma continua o escalonada, generalmente con aumentos de 20-30
watios cada minuto (91). En nuestro caso se realiz6 de manera continua con aumento
de 20 watios cada minuto, manteniéndose un pedaleo entre 50-60 Hz.

El VO2 méx proporciona una descripcion cuantitativa de la capacidad del individuo
para obtener energia de forma aerdbica y es uno de los factores mas importantes para
un rendimiento adecuado en las actuaciones que requieren un ejercicio prolongado de
alta intensidad. Si VO2 max es menor del 80% frente al tedrico hablamos de limitacion
al ejercicio. Si bien, dado que los valores tedricos disponibles no son siempre precisos
y hay diferente literatura al respecto se opta por utilizar el VO, méax/kg estandarizando
en funcion del peso ideal y realizando una correccion de la altura siendo diferente en
hombres y mujeres.

De manera que VO max/kg: > 20 mL/min/kg: limitacion al ejercicio leve o ninguna;
16-20 mL/min/kg: leve a moderada; 10-15,9 mL/min/kg: moderada; 6-9,9
mL/min/kg: grave, y <6 mL/min/kg: muy grave (94).

En cuanto a los valores del consumo de oxigeno al alcanzar el umbral de lactato (VO2

lat), Oo/HR y VE; los valores de referencia fueron los de Roca et al. (91).

- Tiempo medido en segundos (Tum) en PEsubmax: se trata de una variable
cuantitativa. Tras aproximadamente media hora de la finalizacion de la PECP maxima
se realizé una PEsubmaéx (a carga constante) al 80% de la carga méxima alcanzada en

la PECP sin medicion de parametros cardiopulmonares, salvo saturacion de oxigeno
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mediante pulsioximetria y frecuencia cardiaca (74). Se tomo la medida de Tym de la
visita basal como referencia de cada paciente.

En ambas pruebas (PECP y PEsubmax) se valoraron la intensidad de la dificultad
respiratoria y la intensidad de esfuerzo en las piernas mediante Escala de Borg de 0 a
10, apreciando asi la subjetividad del paciente al inicio de las pruebas y tras

terminarlas, ademas también se les pregunto el motivo de finalizacion del ejercicio.

«»+» Variables secundarias:

- Niveles de AF mediante holter: variable cuantitativa medida como la media de
namero de pasos dados por dia y el tiempo en minutos empleado en sedentario (< 2.5
METS), actividades de intensidad leve (2.5 - 4-5 METS), media (4.5 - 7.5 METs) y
alta (> 7.5 METS). Dichas puntuaciones se obtuvieron mediante un holter de AF o
acelerometro del tipo ArmBand, de la firma BodyMedia. Holter que se coloco en el
triceps derecho y que nos proporcion6 informacion acerca del consumo de calorias,
namero de pasos y los niveles de AF que posteriormente fueron analizados mediante
un sofware especifico. El registro se realizd durante una media de 3-5 dias de la

semana, durante las 24 horas del dia excepto en momentos de aseo del paciente.

- Niveles de AF mediante cuestionario representados como cambios en MET-
minutos/semana segun cuestionario IPAQ (ANEXO VI) se trata de una variable
cuantitativa. El cuestionario IPAQ en su version corta incluye diferentes items
estructurados para proporcionar resultados separados para los tres tipos de actividad:
“andar”, “actividades de intensidad moderada” y “actividades intensidad alta”. La
obtencion del resultado final requiere la suma de la duracion (en minutos) y de la
frecuencia (dias) de estos tres tipos de actividad.

Usando el Compendio de Ainsworth et al. (92) podemos extraer unos METSs promedio
como resultado de cada tipo de actividad. Por ejemplo; se incluyeron todos los tipos
de “andar” y se cred un valor medio de METS para “andar”. El mismo procedimiento
se tom¢ para las actividades de intensidad moderada y las actividades de intensidad
alta. Los siguientes valores se usaron para el analisis de los resultados de IPAQ: Andar
= 3.3 METs, AF Moderada = 4.0 METs y AF alta = 8.0 METSs.; definiéndose cuatro

resultados continuos:
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o Andar MET-minutos/semana = 3.3 x minutos andando x dias andando.

o AF Moderada MET-minutos/semana = 4.0 x minutos de actividad de

intensidad moderada x dias de intensidad moderada.

o AF Alta MET-minutos/semana = 8.0 x minutos de actividad de intensidad alta

x dias de intensidad alta.

o AF Total MET-minutos/semana = suma de Andar + Moderada + Alta.

- Calidad de vida relacionada con la salud segun el cuestionario EQ-5D (ANEXO V).
Cuestionario genérico que consta de dos partes, primero se valoro el estado de salud
en niveles de gravedad por dimensiones (sistema descriptivo) y luego en una escala
visual analdgica (EVA) de evaluacion mas general. En tercer lugar se obtuvo un
indice por cada estado de salud previamente generado.

El sistema descriptivo contiene cinco dimensiones de salud (movilidad, cuidado
personal, actividades cotidianas, dolor/malestar y ansiedad/depresién) refiriéndose al
mismo dia que cumplimento el cuestionario, y cada una de ellas tiene tres niveles de
gravedad. En cada dimension del EQ-5D, los niveles de gravedad se codificaron con
un 1 si la opcion de respuesta fue “no (tengo) problemas”; con un 2 si la opcion de
respuesta fue “algunos o moderados problemas”; y con un 3 si la opcion de respuesta
fue “muchos problemas”. La combinacién de los valores de todas las dimensiones
generd numeros de 5 digitos, obteniéndose 243 combinaciones de estados de salud
posibles. Se trata de una variable cualitativa (porcentajes de cada estado de salud de
cada uno de los niveles de gravedad o de manera agregada los niveles 2 y 3).

La segunda parte del EQ-5D es una EVA vertical de 20 centimetros, milimetrada, que
va desde O (peor estado de salud imaginable) a 100 (mejor estado de salud
imaginable). En ella, el individuo marco el punto en la linea vertical que mejor refleja
la valoracion de su estado de salud global en ese dia. Esta parte genera una variable
cuantitativa.

Finalmente, los indices de valores para cada estado de salud se obtuvieron a partir de
estudios en poblacién general o en grupos de pacientes en los cuales se han valorado
varios de los estados de salud generados por el EQ-5D utilizando una técnica de

valoracion como el time trade-off (93). El indice oscild entre el valor 1 (mejor estado
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de salud) y el 0 (la muerte), aunque pueden existir valores negativos para el indice,
correspondientes a aquellos estados de salud que son valorados como peores que la

muerte. Obtenemos una variable cualitativa.

- Calidad de vida especifica para pacientes con PE. Variable cuantitativa medida
mediante el NQ-mA (ANEXO V). El cuestionario de Nuss, fue publicado y validado
por primera vez por Lawson et al. (80) del equipo del Dr. Nuss, se aplico a una
poblacién pediatrica (pacientes y sus padres) y se utilizo para evaluar el efecto que la
cirugia tuvo a nivel fisico y psicosocial. Posteriormente se ha publicado una
modificacion de éste para poblacién adulta (84) (NQ-mA). Dicho cuestionario consto
de 12 preguntas, cada una de ellas dividida en dos partes, una previa a la cirugia y otra
post cirugia. A su vez cada una tenia cuatro posibilidades de respuestas. Las tres
primeras preguntas se codificaron con un 1 si la opcion de respuesta era “muy infeliz”;
con un 2 si la opcidn de respuesta era “generalmente infeliz”’; con un 3 si la opcion de
respuesta era “generalmente feliz”’; y con un 4 si la opcion era “muy feliz”. Las
preguntas 4 a la 12 se codificaron con un 1 si la opcion de respuesta fue “muy a
menudo”’; con un 2 si la opcion de respuesta fue “a menudo™; con un 3 si la opcion de
respuesta fue “a veces”; y con un 4 si la opcion fue “nunca”.

Se sumaron las puntuaciones de cada pregunta individual para crear una puntuacion
total para cada paciente, siendo el rango de la puntuacion total de 12-48; de manera
que a mayor puntuacion mejor calidad de vida. Se obtuvo también una puntuacion que
se atribuye al componente psicosocial (las preguntas 1 a la 9) y otra puntuacion en

relacién con la esfera fisica (las preguntas 10 a la 12).

«» Otras variables:

- Género: variable cualitativa.
1: Hombre
2: Mujer

- Edad: variable cuantitativa continua expresada en afios completos desde el

nacimiento hasta el momento de inclusién en el estudio.
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- Tabaquismo: variable cualitativa.
0: No fumador
1: Fumador activo

2: Exfumador

- Historia tabaquica: variable cuantitativa. Se calcul6 mediante la férmula: (n°
cigarrillos fumados al dia x n° afios fumando)/20, reflejada como paquetes/afio. Se

interpretd como el numero de afios que el paciente lleva fumando 1 paquete al dia.

- Presencia de comorbilidades (sindrome de Marfan, enfermedad de Ehlers Danlos,
enfermedad neuromuscular, sindrome de Turner, sindrome de Noonan, escoliosis,
displasia broncopulmonar, cardiopatia congénita y enfermedad metabolica): variable

cualitativa.

- IMC: variable cuantitativa continua expresada en kilogramos / metros?.

- Presencia de sintomas que pueden relacionarse con el PE (disnea, fatiga, dolor
torécico, palpitaciones e intolerancia a esfuerzo): variable cualitativa dicotomica
(No/Si).

- Indice de Haller o PSI (5): variable cuantitativa continua. Se midié realizando la
relacion entre el didmetro transverso y antero-posterior del térax en la zona de mayor

depresion esternal, siendo valores dentro de la normalidad entre 2,5 y 3,25.

- Disnea: variable cualitativa ordinal medida mediante la escala de disnea de mMRC
(ANEXO I11).

- FEV1y FVC: variables cuantitativas continuas medida en mililitros y en porcentaje
frente al tedrico.

Las espirometrias se realizaron utilizando un neumotacdgrafo (Jaeger Viasys
Mastercope) tras la realizacion de 3 maniobras reproducibles, tomandose los valores
tras la prueba de broncodilatacion, y siguiendo las recomendaciones de la Sociedad
Espafiola de Neumologia y Cirugia Toracica (SEPAR) (89).
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Se considerd valores dentro de la normalidad si FEV1 6 FVC eran > 80% de sus
tedricos; y en cuanto a la relaciéon FEV1/FVC, si ésta era > 0,7.

- Difusion de CO: variable cuantitativa continua medida en porcentaje. Se midio la
difusion basal (DLCO) y la corregida por el volumen alveolar (DLCO/VA)
representada en porcentaje frente al tedrico. Se realizo6 utilizando un analizador de
gases (Jaeger MasterScreen). Asi la difusién también se realizé segln la normativa
SEPAR (90) mediante la técnica de respiracion unica con apnea. Fueron considerados
valores dentro de la normalidad si DLCO 6 DLCO/VA eran > 80%.

- Presencia de alteraciones electrocardiograficas (bloqueo auriculoventricular 1°
grado, bloqueo de rama derecha del haz de Hiss, sindrome de Wolff Parkinson-White,

eje desviado derecha 6 descenso ST): variable cualitativa dicotomica (No/Si).

- TAPSE (tricuspid annulus plane systolic excursion): variable cuantitativa continua
medida en milimetros. Mediante ecocardiograma en modo M se determin6 el
desplazamiento sistélico del anillo tricuspideo (TAPSE), una medida para la
valoracion indirecta de la funcidon ventricular derecha. Se consideraron valores
normales si eran > 17 mm. De esta manera, un valor inferior es muy especifico para
definir una mala funcion ventricular derecha, por tanto, es un excelente método simple

e indirecto de medir la funcidon ventricular derecha.

- Presencia de alteraciones ecocardiograficas (prolapso valvula mitral): variable

cualitativa dicotdmica (No/Si).

- Complicaciones postquirargicas (neumotorax, derrame pleural, infeccion de la
herida quirargica, desplazamiento de la barra, seroma, reaccion alérgica al material o

hernia pared abdomen): variable cualitativa dicotomica (No/Si).

3.8. Analisis estadistico

Se elabor6 una base de datos en Excel que fue analizada con el programa de

analisis estadistico SPSS version 21.0 (2012). Previamente al analisis se comprobo si las
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variables seguian una distribucion normal. Las variables cualitativas se expresaron en
frecuencias y porcentajes y fueron comparadas usando el test de Chi cuadrado, o el test
exacto de Fisher. Para las variables cuantitativas, expresadas como media y desviacion
estandar, se utilizé el test t de Student, o el test no paramétrico de Mann-Whitney en
funcion de si seguian una distribucién normal. EI grado de asociacion entre las variables
de distribucion normal se valor6 mediante el coeficiente de correlacion de Pearson,
mientras que en el caso de las variables no normales se utilizo el coeficiente de correlacion

de Spearman.

La comparacion de las puntuaciones de las variables principales se realizé mediante el
test de Bonferroni.

Los resultados descriptivos analizados corresponden a todos los pacientes incluidos desde
la visita basal. El analisis de las comparaciones de las variables pre y postquirdrgicas se
limitd a los pacientes que completaron el seguimiento.

En todos los casos, se considerd el minimo nivel de significacion p<0.05. En todos los
casos la estimacién puntual se complementd con una estimacion por intervalos de

confianza al 95%.

3.9. Agencias financiadoras

La realizacion del proyecto no ha contado con financiacion.

3.10. Conflictos de intereses

No se declaran en relacion con dicho proyecto.
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4. RESULTADOS

4.1. Poblacion

Se incluyeron un total de 23 pacientes con diagnostico de PE que fueron derivados
desde el Servicio de Cirugia Torécica al Servicio de Neumologia del Hospital Virgen
Macarena de Sevilla para valoracion prequirtrgica previa a cirugia de correccion entre
enero de 2012 hasta julio de 2015. Hubo un 17,4% de pérdida en el seguimiento al
rechazar la intervencién quirdrgica tras la primera valoracion (n=4). Debido a esto, la
poblacion final de estudio fue de 19 pacientes (Figura 10). Las caracteristicas
demogréficas, antropométricas y funcionales respiratorias en reposo (espirometria y

difusion de CO) de dicha poblacion en la visita basal se muestran en la Tabla 4.

n=28

Pectus excavatum
potencialmente

elegibles
n=>5
Excluidos, no cumplen
criterios de inclusién
n=23

Pectus excavatum
incluidos en visita basal

n=4

Pérdida de seguimiento:
no se intervinieron

n=19

Pectus excavatum
incluidos en el analisis

Figura 10. Flujograma de la poblacion del estudio
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Los pacientes presentaban una edad media en torno a la adolescencia (media 16,3 afios;
IC95% = [14,5 — 18,1]), con un claro predominio de varones (94,7%) y no fumadores
(89%) (Tabla 4).

La presencia de comorbilidades asociadas al PE fue casi inexistente salvo en el caso de
un paciente con diagnéstico de sindrome de Marfan (que incluye la presencia de PE como

uno de los criterios diagnosticos de dicho sindrome) (Tabla 4).

Algo més de la mitad de los pacientes presentaban sintomas en relacién con el PE (n=12,
63%). El mas frecuente fue la intolerancia al esfuerzo (57,9%), sequido de la disnea
(21%), que fue leve en todos los casos (andar en llano deprisa o subir una pendiente poco
pronunciada, grado 1 segin la escala mMMRC). Otros sintomas fueron el dolor torécico
que describian como punzante (21%), las palpitaciones (10,5%) y la fatiga (10,5%) (Tabla
4).

La calidad de vida relacionada con la salud segln el cuestionario EQ-5D representado
mediante la escala EVA presentd unos valores por encima de la media (74,2; 1C95% =
[68,7 — 79,6]); al igual que la calidad de vida especifica para pacientes con PE mediante
el cuestionario NQ-mA (media puntuacion total 34,8; IC95% = [31,1 - 38,5]), con mayor
impacto en la esfera psicosocial (media 24,6; 1C95% = [21,5 — 27,7]) que en la fisica
(media 10,2; 1C95% =[9,3 — 11,1]).

En cuanto a la presencia de alteraciones cardiacas en el electrocardiograma y el
ecocardiograma, éstas fueron escasas; sélo dos pacientes presentaron alguna alteracion
(10,5%), donde uno de ellos fue un prolapso valvular y el otro un bloqueo de rama derecha
en el ECG. La medida del TAPSE, que nos indica de manera indirecta la funcion
ventricular derecha present6 parametros dentro de la normalidad (media 23,5 mm; 1C95%
= [22,1-24,9]).

En el estudio funcional respiratorio, ningun paciente presento alteraciones en el patron

espirométrico en valores absolutos ni en relacion a los valores tedricos. Igualmente se

obtuvieron valores dentro de la normalidad en la difusion de CO (Tabla 4).
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Tabla 4. Variables demograficas, antropométricas y funcionales respiratorias en la visita basal

de la poblacién incluida en el estudio

Poblacion final

Poblacion final

n=19 n=19
Caracteristicas Caracteristicas
media i
+DS /% 1C95% media + DS 1C95%
Edad (afios) 16,3+3,7 | 14,5-18,1 |[IMC (kg/cm?) 19,2+2,3 18,1-20,3
Haller
Varones / Mujeres (%) 94,7/5,3 - (Pectus Severity 34+05 3,2-3,6
Index)
A
Fumador / No fumador (%) 55/89 - bl tabaqmczzl 09+21 -01-19
(paquetes-afio)
FEV./FVC 0,87 +0,6 0,7-1.2
Comorbilidades (%):
- Sindrome de Marfan 55
- Sindrome Ehlers Danlos 0 - FEV:1 3663,5 £ 664,2 mL |3343,4 —3983,6 mL
- Neuromuscular 0 (89,2 + 13,8%) (82,5 — 95,6%)
- Otras* 0
FvC 4198,3 + 784,9 mL (3819,9 — 4576,6 mL
(85,4 £ 13,3%) (78,9 — 91,8%)
Sintomas (%):
- Disnea** 21
- Fatiga 105 DLCO (%) 91,5+145 84,5-98,5
- Dolor toracico Zi -
- Palpitaciones 105 DLCO/VA (%) 101,3+ 14,4 94,4 -108,2
- Intolerancia al 57’9

esfuerzo

Los datos estan expresados en media £SD (desviacion estandar) (IC95%: intervalo de confianza al 95%),

y en frecuencias (%).

* Otras comorbilidades incluidas: sindrome de Turner, sindrome de Noonan, escoliosis, displasia
broncopulmonar, cardiopatia congénita y enfermedad metabdlica.

** Segun la escala MMRC: grado 1.

IMC: indice de masa corporal en kg/cm?. FEV1/FVC: relacién entre el volumen espiratorio forzado en el
primer segundo frente a la capacidad vital forzada. FEV1: volumen espiratorio forzado en el primer segundo
en mL y en porcentaje frente al teérico. FVC: capacidad vital forzada en mL y en porcentaje frente al
tedrico. DLCO: difusion de CO en porcentaje frente a tedrico. DLCO/VA difusion de CO corregida por el
volumen alveolar en porcentaje frente al teérico.
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La poblacion de estudio se intervino en la mayoria de los casos (84,2%) mediante la
técnica de Nuss, procedimiento minimamente invasivo o cerrado; y el porcentaje restante

(15,8%) se realizd mediante la técnica de Ravitch o procedimiento cerrado.

Se analizaron las complicaciones postquirargicas, recogiéndose la presencia o no de las
mismas y las méas habituales. El 84,2% de los casos no presentd ninguna complicacion
tras la intervencion, y el 15,8% si present6 alguna de las complicaciones descritas en la
Tabla 5.

Tabla 5. Complicaciones postquirirgicas de la poblacion final

L S Poblacidn final
Evolucion postquirargica B
n=19
Complicaciones (%0): 15,8
- Neumotorax 0
- Derrame pleural 0
- Infeccion de herida quirGrgica 0
- Desplazamiento de barra 5,2
- Seroma 52
- Reaccion alérgica al material 0
- Hernia en pared abdominal 5,2
Sin complicaciones (%) 84,2

Hubo un porcentaje mayor de complicaciones mediante el procedimiento abierto o
técnica de Ravitch (33,3%) frente a la de Nuss (12,5%), sin diferencias estadisticamente
significativas entre ambos procedimientos quirdrgicos (OR: 0,9; 1C95% = [0,816 -
2,232]; p=0,244); aunque teniendo en cuenta que el porcentaje de pacientes intervenidos

mediante técnica de Nuss fue mas elevado.

4.2. Prueba de esfuerzo maximo y subméximo

A continuacion se describen los valores de las pruebas de esfuerzo de nuestra
poblacién final (n=19) y los cambios producidos tras la intervencion del PE. La medicion
de estas variables se obtuvieron tras la PECP méaxima y PEsubméax (realizada al 80% de
la carga obtenida en la PECP maxima) en dos momentos: basal y a partir de los 3 meses
de la cirugia de correccién (postquirdrgica). Los datos se expresaron en sus valores
absolutos y en el porcentaje frente al tedrico (que le corresponderia por su edad, género,

razay talla).
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4.2.1. Prueba de esfuerzo maximo

Nuestra poblacion presento una media basal de VO2 méx frente a su tedrico en torno
al 65% (media 66,1%; 1C95% = [55,9 — 76,3]). Y se clasificd la limitacion al esfuerzo en
leve o sin ninguna limitacion al comparar el valor medio de VO2 max/kg (media 30,6
mL/min/kg; 1C95% = [27,2 — 34]) con los valores de referencia (91) (Tabla 6).

En cuanto al consumo de oxigeno al alcanzar el umbral de lactato (VO lat), variable que
es independiente de la colaboracion del sujeto; nuestra poblacién tuvo una media basal
de VO lat entorno al 40% (media 42,8%; 1C95% = [38,6 — 46,9]) (Tabla 6), donde casi
la mitad de los pacientes (n=9) presentaron valores basales de VO; lat < 40%. Teniendo

en cuenta que se considera alterado cuando dicho valor es < 40% frente al tedrico (91).

De la misma manera se analizé el pulso de oxigeno (O2/HR) tanto en valores absolutos
como en porcentajes, valores menores del 80% de su tedrico se consideraron bajos. Y
obtuvimos una media basal en los limites de la normalidad (media 75,5%; 1C95% = [62,7
—88,3]) (Tabla 6) donde el 68,4% de los pacientes presentaban valores menores del 80%,

y solo 6 pacientes presentaron valores de O2/HR inferiores al 60% de su tedrico.

Los valores de VE también se consideran bajos cuando sus porcentajes frente a los
tedricos son menores del 80%, de esta manera basalmente estaban reducidos (media de
VE: 48,1%; 1C95% = [43,1 — 53,1]), a pesar de realizar un esfuerzo maximo en el que
agotaron la reserva cardiaca (alcanzando > 80% de la frecuencia cardiaca maxima).
Conservando una amplia reserva respiratoria ya que solo alcanzaron de media entorno al
21% de su maxima ventilacion voluntaria (media de VVM: 20,8%; 1C95% = [18,2 —
23,3]) (Tabla 6).

Se analiz6 la potencia o carga de trabajo (W) medida en watios, siendo la media de la
carga basal algo inferior a sus teéricos (64,8%; 1C95% = [53,9 — 71,6]); asi la relacion
del consumo de oxigeno frente a la potencia generada a esfuerzo maximo (VO2/W) fue
adecuada (media de VO2/W: 11,4 mL/min/watios; 1C95% = [10,1 — 12,6]), donde valores
> 9 mL/min/watios nos indican que no hay presumiblemente alteracién en relacién con

el transporte de oxigeno a los tejidos (Tabla 6).
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Tabla 6. Evolucion de las variables de la PECP tras la cirugia de correcciéon de la poblacion final

Basal

poblacion final n=19

Post-cirugia
poblacion final n=19

Variables Significacion
media £ DS 1C95% media £ DS 1C95%
1900,8 — 2343,5 =
) 1834,3 + 438,1 mL/min | 1623,1 -2045,5 mL/min | 21222 £459.3 . p=0.002
VO, max (66.1+ 21,2 %) (55,9 76,3 %) mL/min m
e ’ ' (70,1151 %) | (62,8-77,4%) p=0,04
VO, max/kg _
(mL/min/kg) 30671 27,234 335+6,7 30,3-36,7 p=0,01
VO; lat (%) 42,8+8,7 38,6 — 46,9 60,2+ 11,5 54,6 — 65,7 p=0,00
10,8 + 3,2 mL/lpm 9,2-12,3 mL/Ipm 145245 123-16,7 p=0,012
O2/HR (75.5 + 26,5%) (62,7 — 88,3%) mL/lpm mL/lpm
o : : (91,3 +£31,5%) |[(76,1-106,5%)| p=0,014
. . _ | p=0,002
e 57 + 12,8 L/min 50,8 — 63,2 L/min | 67,2 + 15,1 L/min 59,9 — 74,5 L/min
(48,1 + 10,5 %) (43,1 - 53,1 %) (53,6 12,7 %) | (47,5—59,7 %) 020,001
VE/VVM (%) 20,8+5.3 18,2—233 271,7+79 239-315 p=0,00
1384+ 34,8 watios | 12161552 watios | 1o>8%37.3 | 1358-1718 | p=0,022
POTENCIA (64,8 + 18,3 %) (53,9 71,6 %) watios watios
SES : ' (66+157%) | (584-73,6%) | p=0,077
VO MW 11,4426 10,1-12,6 11,3+31 9,8-128 p=0,977
(mL/min/watios)
METs 7,7+03 75-78 99+13 9,3-105 p=0,00
RER 1,16 +0,12 1,1-172 1,14+0,1 11-12 p=0,417

Los datos estan expresados en media +SD (desviacion estandar) (1C95%: intervalo de confianza al 95%).

VO, max: consumo de oxigeno al alcanzar el esfuerzo maximo en mL/min y en porcentaje frente al tedrico.
VO, méx/kg: consumo de oxigeno al alcanzar el esfuerzo maximo en funcién del peso en mL/min/kg. VO,
lat: consumo de oxigeno al alcanzar el umbral de lactato en porcentaje. Oo/HR: pulso de oxigeno en mL/lpm
y en porcentaje frente al tedrico. VE: ventilacion minuto en L/min y en porcentaje frente al tedrico.
VE/VVM: relacion entre la ventilacién minuto y la ventilacién voluntaria méxima en porcentaje. VO /W:
relacion entre el consumo de oxigeno a esfuerzo maximo y la potencia en mL/min/watios. RER: cociente

de intercambio respiratorio.
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Los METs son la unidad de medida del indice metabdlico y corresponde a 3,5 mL/min/kg
que es el VO, que el organismo necesita para mantener sus constantes vitales. De manera
que cada actividad fisica tiene su equivalencia en METs (Andar = 3,3 METS, Actividad
Fisica (AF) Moderada = 4,0 METs y AF alta=8,0 METS). Asi nuestra poblacién mantuvo
una actividad fisica moderada-alta segun los valores de METs obtenidos (media 7,7
METs; IC95% = [7,5-7,8]) (Tabla 6).

Tras la PECP se le preguntaba a los pacientes por el motivo de finalizacion de la misma,
la dificultad respiratoria y la intensidad de esfuerzo en las piernas medido mediante la
Escala de Borg (0-10); donde O a 2: intensidad suave o muy suave, 3-4: intensidad
moderada-alta, 5-6: intensidad alta, 7 a 9: intensidad muy alta, y 10: intensidad maxima.
En base a esto, nuestra poblacion antes de la PECP presentaba una intensidad de la disnea
segun la Escala de Borg de 0 (salvo un paciente que presentd una puntuacion de 1) y de
0 en relacion con dolor o molestias en las piernas. EI motivo en todos los casos de
finalizacion de la prueba de esfuerzo fue por la intensidad de esfuerzo en las piernas con
una media de 6,7; 1C95% = [6,2 — 7,1] (intensidad alta), con una puntuacion de la disnea
segun la Escala de Borg de 4,2 de media; IC95% = [3,7 — 4,7] (intensidad moderada-alta).

Todos los pacientes llegaron a esfuerzo maximo durante la PECP, alcanzando > 80% de
la frecuencia cardiaca maxima para cada paciente, asi como un cociente de intercambio

respiratorio (RER) > 1,1 en ambos periodos del estudio: basal y postquirtrgico (Tabla 6).

Tras la intervencion quirargica de correccidn del PE, a partir de los 3 meses de la misma,
se analizo la evolucidn de las variables medidas mediante la PECP (Tabla 6). EI motivo
de finalizacion de la PECP, asi como la intensidad del esfuerzo de piernas fue similar al
obtenido en la PECP basal (media 6,7; 1C95% = [8,1 — 9,3]), y algo menor la puntuacion
de la intensidad de la dificultad respiratoria (media 3,8; 1C95% = [3,2 — 4,4]); sin

diferencias significativas.

De manera que se observo una mejoria estadisticamente significativa de los parametros
de VO, max, en valores absolutos (p=0,002) y en porcentajes (p=0,04) (Tabla 6); asi
como de su correccion por el peso del paciente (VO2 max/kg) (p=0,01) (Tabla 6, Figura
11).
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Figura 11. Evolucién del consumo de oxigeno al alcanzar el esfuerzo maximo
(VO: max y VO: max/kg) y al alcanzar el umbral de lactato (VO: lat) en la poblacion final.
Los datos se expresan como media de los valores obtenidos en la PECP e intervalos de confianza al 95%.
VO, méx en porcentaje segun los tedricos (%). VO, max/kg en mL/min/kg. VO; lat: en porcentaje (%).

Comparaciones significativas (p<0,05)

Igualmente se encontrdo que el VO lat aumentd con diferencias estadisticamente
significativas (p=0,00) (Tabla 6, Figura 11), y s6lo un caso presentd VO lat < 40% que
correspondia al paciente con diagnéstico de Marfan que presentaba ademas alteraciones

ecocardiograficas (prolapso valvular).

En cuanto al O2/HR, aunque los valores basales estaban en los limites de la normalidad,
hubo una mejoria significativa tras la intervencion en valores absolutos (p=0,012) y en
sus porcentajes frente al tedrico (p=0,014) (Tabla 6, Figura 12).

La VE vy la relacién de la VE frente a la VVM (VE/VVM) expresada en porcentaje,
mejoro con respecto a sus valores basales tras la intervencion de correccion del PE,
suponiendo un aumento del volumen de aire que moviliza durante un ejercicio de esfuerzo

maximo, aun manteniendo amplio margen de reserva respiratoria (Tabla 6, Figura 13).

Asi la potencia y los METs alcanzados durante la PECP mejoraron, la relacion entre VO-
y la potencia (VO2 /W) se mantuvieron similares a los parametros basales, siendo valores

dentro de la normalidad (> 9 mL/min/watios) (Tabla 6).
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Figura 12. Evolucion del pulso de oxigeno (O2/HR) en la poblacion final Los datos se expresan como

media de los valores obtenidos en la PECP e intervalos de confianza al 95%: valores absolutos (mL/lpm)

y en porcentaje segun los teodricos (%). Comparaciones significativas (p<0,05)
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Figura 13. Cambios en la ventilacion minuto (VE) y en la relacion entre la VE y la ventilacion
voluntaria maxima (VE/VVM) en la poblacion final. Los datos se expresan como media de los valores
obtenidos en la PECP e intervalos de confianza al 95%: VE en valores absolutos (L/min): comparacion no

significativa (p=0,091); y en porcentaje seglin los tedricos (%): comparacion significativa (p<0,05). Los

datos de VE/VVM se expresan en porcentaje (%): comparacion significativa (p<0,05)
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4.2.2. Prueba de esfuerzo subméaximo

Las pruebas de esfuerzo submaximo (PEsubmax) se utilizan a potencias que oscilan entre
el 75% y el 85% de VO, méx obtenido mediante la PECP, siendo més sensibles a los
cambios tras intervenciones (74). EI TLim que se considera clinicamente relevante es una

mejoria de 90 segundos (76).

Se realizaron las PEsubmaéx tras finalizar la PECP calculandose para cada paciente el 80%
de la carga de trabajo o potencia de la PECP, a la que se realiz6 la prueba a esfuerzo
constante. Dicha carga fue la misma antes y después de la cirugia de correccién, para
valorar la evolucion en el Tum. Al igual que en la PECP se pregunto por el motivo de
finalizacién de la prueba, la intensidad de la disnea y del esfuerzo en piernas antes y

después de la PEsubmax.

Nuestra poblacién presentd de manera basal una media de Tm en torno a 8,5 minutos
(media basal 510,9 segundos; 1C95% = [430,4 — 591,4]), mejorando clinica y
significativamente tras la cirugia (media post-cirugia: 616,7 segundos; 1C95% = [523,8 —
709,6]; p=0,004); un incremento de 105,8 segundos, siendo > 90 segundos lo

clinicamente relevante (Figura 14).

950
850
750

650 616,7
[523,8 - 709,6]
550 % 510,9
450 [430,4 - 591,4]

350

250

150
PRECIRyGj, POSTCIRY G,

T, m (segundos)

Figura 14. Cambios en el tiempo de duracion (TLiv) de la prueba de esfuerzo submaximo
(PEsubmax) en la poblacion final. Los datos se expresan como media en valores absolutos (segundos) e

intervalos de confianza al 95%. Comparacion significativa (p<0,05)
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En cuanto al motivo de finalizacion de la PEsubmax fue similar al de la PECP (por la
intensidad de esfuerzo en las piernas), con una media de 6,6; 1C95% = [6,2 — 6,9]
(intensida alta) y una puntuacion de la disnea segun la Escala de Borg de 4,5; 1C95% =
[4,1 - 4,9] (intensidad moderada-alta).

4.3. Actividad fisica

Para analizar la tolerancia al esfuerzo tras la cirugia de correccion del PE también
se analizé la AF medida mediante holter o acelerémetros, y mediante el cuestionario
especifico de actividad fisica IPAQ.

4.3.1. Holter de actividad fisica

A partir de los 3 meses tras la cirugia de correccion se analizaron datos de AF
mediante holter o acelerémetro en 11 pacientes debido a que so6lo se pudo llevar a cabo
en un subgrupo de pacientes que fueron los que accedieron a realizar el procedimiento.
Teniendo en cuenta que ademas del gasto cal6rico y el nimero de pasos de media al dia,
se analiz6 el tiempo de media al dia, en minutos, segin nivel de intensidad de la AF
realizada, clasificandose en: sedentaria (< 2,5 METS), actividad de intensidad leve (2,5 -
4,5 METSs), media (4,5 - 7,5 METs) y alta (> 7,5 METS).

Basalmente los pacientes partian de un historial de AF donde el mayor porcentaje del
tiempo se empleaba en AF sedentarias (< 2,5 METS), incluyendo las horas de suefio
(1150,7 minutos al dia; 1C95% = [1057,1 — 1244,3]); con una media de tiempo al dia en
AF de intensidad moderada en torno a 40 minutos, y menos de media hora al dia en la
realizacion de AF de intensidad alta. La media del nimero de pasos al dia fue adecuada
(10718,2 pasos; 1C95% = [7482,9 — 13953,4]). Y tras la intervencion quirdrgica,
presentaron un menor nimero de pasos de media al dia, asi como menor tiempo empleado
en las AF sin diferencias significativas. Hubo un aumento en el gasto calorico total y en
el gasto si AF > 2,5 METSs tras la correccion, aunque tampoco se obtuvieron diferencias

estadisticamente significativas (Tabla 7).
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4.3.2. Cuestionario especifico de actividad fisica

Los niveles de AF mediante cuestionario IPAQ (ANEXO VI) se representaron
como cambios en MET-minutos/semana de manera global y para tres tipos de actividades:
andar, AF intensidad moderada y AF intensidad alta. Basalmente, se recogieron mayores
puntuaciones al andar (1952,8 MET-min/semana; 1C95% = [976,9 — 2928,7]) frente a
actividades de intensidad moderada (302,3 MET-min/semana; 1C95% = [92,2 — 512,4])
y alta (778,8 MET-min/semana; 1C95% = [-76,1 — 1633,7]).

Nuestra poblacion presentd niveles de AF similar a los basales tras la cirugia de
correccion del PE: mayores valores de MET-minutos/semana para andar, y menores

valores en AF de intensidad moderada y alta; sin diferencias significativas (Tabla 8).

Tabla 7. Cambios en los niveles de AF mediante holter tras la cirugia de correccion

en el subrupo de pacientes en los que se realizé (n=11)

Basal Post-cirugia
subgrupo n=11 subgrupo n=11
Caracteristicas Significacion
media + DS 1C95% media = DS 1C95%

NUmero de pasos 10718,2 £ 4815,7 | 7482,9 — 13953,4 | 8161,7 +6185,1 | 4006,5 — 12316,9 p=0,387
Tiempo (minutos):

- Sedentario 1150,7 £139,3 | 1057,1 —1244,3 1073 £274,5 888,6 — 1257,4 p=0,535

- AF leve 160,7 £ 89,2 100,8 — 220,6 138,5+136,4 46,9 — 230,1 p=0,738

- AF moderada 40,5+ 29,1 20,9-60,1 9,2+6,2 5-134 p=0,081

- AF alta 2751444 -2,3-57,3 0,7+0,5 04-1 p=0,313
Gasto total (calorias) 4900 + 5387,6 | 1280,6 —8519,4 | 9860,5 + 2251,7 | 8347,8 — 11373,2 p=0,056
gﬁ;‘;{:‘s’; SIS 1816,7 + 2006,7 | 468,6 - 3164,9 | 28462 + 1581,4 | 1783,8 —3908,6 | p=0,182

Los datos estan expresados en media +SD (desviacion estandar) (1C95%: intervalo de confianza al 95%).

AF: actividad fisica
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Tabla 8. Cambios en los niveles de actividad fisica mediante cuestionario especifico (IPAQ) tras la

cirugia de correccion en la poblacion final

Basal

poblacion final n=19

Post-cirugia
poblacion final n=19

Caracteristicas Significacion
media £ DS 1C95% media £ DS 1C95%

IFAQIotl 3034 +2432,8 | 1861442066 | 2746,9+ 1409,2 | 2067,7-3426,1 |  p=0,64
(MET-min/semana)

IPAQ (MET-min/semana):

- Andar 1052,8 + 20248 | 976,9-20287 | 2041+ 14846 |13254—27565| p=0,84

- AF moderada 302,3 +435,9 92,2-5124 418,8 + 676,6 92,7-7449 p=0,519

- AF alta 7788417738 | 76,1-16337 | 3435%5683 | 696-6174 | o _oaoc

Los datos estan expresados en media £SD (desviacion estandar) (1C95%: intervalo de confianza al 95%).

IPAQ: cuestionario International Physical Activity Questionnaire

4.4. Calidad de vida

La calidad de vida relacionada con la salud se midié mediante el cuestionario EQ-

5D vy el cuestionario especifico para pacientes con PE de Nuss modificado para adultos,

NQ-mA.

4.4.1. Cuestionario European Quality of life - 5 Dimensions (EQ-5D)

Mediante el cuestionario EQ-5D se valoré en primer lugar si los pacientes

presentaban o no limitaciones o problemas para alguna de las siguientes cinco

dimensiones: movilidad, cuidado personal, actividades cotidianas, dolor/malestar y

ansiedad/depresion. En la visita basal casi el 100% de los pacientes indicaron “no (tengo)

problemas” para cada una de las dimensiones (Figura 15), salvo tres pacientes (13%) que

refirieron "algunos 0 moderados problemas” para las actividades cotidianas (n=1) y para

la dimension dolor/malestar (n=2), y ningln paciente tuvo “muchos problemas” para cada

una de las dimensiones.
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Tras la intervencién quirdrgica todos los pacientes refirieron no presentar problemas en
las cinco dimensiones (Figura 15), no existiendo diferencias significativas en aquellas en

las que hubo cambios (actividades cotidianas, p=0,332; dolor/malestar, p=0,163).

En segundo lugar, mediante una escala visual analégica (EVA) los pacientes indicaron la
valoracion de su estado de salud global en el dia de la visita (va desde 0 (peor estado de
salud imaginable) a 100 (mejor estado de salud imaginable). De esta manera, nuestra
poblacion presentd en la visita basal unos valores por encima de la media (74,2; 1C95%
= [68,7 — 79,6]), y en la visita post-cirugia los resultados fueron aun mejores (79,2;
IC95% = [75,1 — 83,4]), con una diferencia estadisticamente significativa (p=0,016)
(Figura 16).

'""No problemas"

Dolor/malestar “ 100%
Actividades cotidianas m 100%

EPOSTCIRUGIA ®PRECIRUGIA

Figura 15. Dimensiones del cuestionario EQ-5D de la poblacién incluida en el estudio antes y
después de la cirugia de correccion, nivel de gravedad: “no (tengo) problemas”. Los datos se
expresan como porcentajes de cada una de las dimensiones. Comparacion no significativa (actividades

cotidianas: p=0,332, dolor/malestar: p=0,163)
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Finalmente se obtuvieron los indices para cada estado de salud: descriptivo de las
dimensiones y EVA. Los indices oscilan entre el valor 1 (mejor estado de salud) y el 0
(la muerte). Los indices basales fueron muy buenos tanto en relacion con las 5
dimensiones (0,94; 1C95% = [0,92 — 0,95]) como para la EVA (0,84; 1C95% = [0,83 —
0,85]) aumentando de manera significativa tras la cirugia de correccion (5D: p=0,039;
EVA: p=0,041) (Figura 17).
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80 § 79,2
74,2 [75,1 - 83,4]
[68,7 - 79,6]

60

40

20
PRECIRyGj, POSTCIRY G,

EVA

Figura 16. Escala visual analdogica (EVA) del cuestionario EQ-5D de la poblacién incluida en el
estudio antes y después de la cirugia de correccion. Los datos se expresan como medias e intervalos de

confianza al 95%. Rango de 0-100. Comparacion significativa (p<0,05)
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Figura 17. indice de salud para las 5 dimensiones y para la escala visual analégica del cuestionario
EQ-5D de la poblacion incluida en el estudio antes y después de la cirugia de correccion. Los datos
se expresan como medias e intervalos de confianza al 95%. Rango de 0-1.

Comparacion significativa (p<0,05)
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4.4.2. Cuestionario de Nuss modificado para adultos (NQ-mA)

Mediante el cuestionario de Nuss modificado para adultos (NQ-mA) se obtiene una

puntuacion total para cada paciente, siendo el rango de la puntuacion total de 12-48; de

manera que a mayor puntuacién mejor calidad de vida. Obteniéndose también una

puntuacion que se atribuye al componente psicosocial (las preguntas 1 a la 9, rango de 9-

36 puntos) y otra puntuacion en relacion con la esfera fisica (las preguntas 10 a la 12,

rango 3-12 puntos).

La media de la puntuacién total fue buena en la visita basal (puntuacion total: 34,8;

IC95% = [31,1 — 38,5]), con mayor impacto en la esfera psicosocial que en la fisica. Tras

la correccion del PE, presentaron una mejoria en la calidad de vida de manera global
(42,7; 1C95% = [39,8 — 45,5]; p=0,001) (Tabla 9), en el componente psicosocial (31,5;
IC95% = [29,5 — 33,5]; p=0,00) y fisico (11,1; 1C95% =[10,1 — 12,3]; p=0,114) (Tabla

9, Figura 18).

Tabla 9. Calidad de vida mediante el cuestionario de Nuss modificado para adultos

(NQ-mA) tras la cirugia de correccion en la poblacion final

Basal Post-cirugia
poblacion final n=19 poblacion final n=19
Caracteristicas Significacion
media + DS 1C95% media = DS 1C95%
NQ-mA total 348+7,6 31,1-385 42,7+59 39,8-455 p=0,001
NQ-mA psicosocial 246+64 215-27,7 315+4.1 29,5-33,5 p=0,00
NQ-mA fisico 102+18 93-111 112+23 10,1-12,3 p=0,114

Los datos estan expresados en media +SD (desviacion estandar) (1C95%: intervalo de confianza al 95%).

NQ-mA: cuestionario Nuss Questionnaire modified for Adults
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Figura 18. Componentes psicosocial y fisico del cuestionario de Nuss modificado para adultos (NQ-
mA) de la poblacion incluida en el estudio antes y después de la cirugia de correccion. Los datos se
expresan como medias e intervalos de confianza al 95%. Rango total de 12-48 puntos (comparacion
significativa, p<0,05). Rango componente psicosocial de 9-36 puntos (comparacion significativa,

p<0,05). Rango componente fisico de 3-12 puntos (comparacion no significativa, p=0,114)

4.5. Otras variables

Se analizaron los sintomas que referian los pacientes tras la cirugia de correccién
del PE, y se observé que hubo una mejoria en todos ellos, principalmente en la
intolerancia al ejercicio que si fue significativa (visita post-cirugia: 10,5% de los casos,
n=2, p=0,004), seguido de la disnea (visita post-cirugia: 5,3% de los casos, n=1), dolor

torécico (visita post-cirugia: 5,3% de los casos, n=1), fatiga y palpitaciones (Tabla 10).

En el estudio funcional respiratorio basal se obtuvieron valores dentro de la normalidad
tanto en la espirometria forzada como en la difusion de CO, sin cambios significativos

tras la cirugia de correccion del PE (Tabla 10).

Tampoco hubo diferencias en cuanto a la presencia de alteraciones en el
electrocardiograma y el ecocardiograma que fueron las mismas que las descritas en la
visita basal (10,5%: un prolapso valvular y un bloqueo de rama derecha en el ECG), asi
como la medida del TAPSE (22,7; 1C95% = [21,9 — 23,5]; p=0,134) (Tabla 10).
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Tabla 10. Cambios clinico-funcionales y electro/ecocardiograficos tras la cirugia de correccion en la

poblacion final

Basal Post-cirugia
poblacién final n=19 poblacién final n=19
Caracteristicas Significacién
media + DS 1C95% media = DS 1C95%
Sintomas (%):
- Disnea** 21 53 p=0,083
- Fatiga 10,5 0 p=0,163
- Dolor torécico 21 - 53 - p=0,164
- Palpitaciones 10,5 53 p=0,579
- Intolerancia al
esfuerzo 57,9 10,5 p=0,004
FEV 3663,5 + 664,2 mL |3343,3 —3983,6 mL | 3646,3 +594,9 mL | 3359,6 — 3933 mL p=0,703
! (89,2 +13,8%) (82,5 95,6 %) (83 £ 16,9%) (74,8 — 91,1%) p=0,323
FVC 4198,3 +784,9 mL |3919,9 - 4576,6 mL | 5913,1 + 828,3 mL |5313,9 - 6312,3 mL p=0,372
(85,4 + 13,3%) (78,9 — 91,8 %) (77,9 +13,1%) (71,6 — 82,4 %) p=0,009
FEV1/FVC 0,87 £0,6 0,7-1.2 0,90 £0,6 0,7-1.2 p=0,154
DLCO (%) 915+145 84,5-98,5 98,1+279 84,6 —1115 p=0,417
DLCO/VA (%) 101,3+14,4 94,4 —108,2 107,1 £ 18,2 98,3 -115,9 p=0,061
Alteraciones ECG y
ecocardiograficas 10,5% - 10,5% - -
(%)***
TAPSE (mm) 235+29 22,1-24,9 22,7+1,7 21,9-235 p=0,134

Los datos estan expresados en media £SD (desviacion estandar) (IC95%: intervalo de confianza al 95%),
y en frecuencias (%).

** Segun la escala MMRC: grado 1.

*** Incluye bloqueo auriculo-ventricular de 1°" grado, eje desviado a la derecha, bloqueo de rama derecha,
sindrome de Wolff-Parkinson-White, propaso valvular y otras alteraciones menos frecuentes visibles en el
ECG (electrocardiograma) o en el ecocardiograma. FEV1/FVC: relacion entre el volumen espiratorio
forzado en el primer segundo frente a la capacidad vital forzada. FEV1: volumen espiratorio forzado en el
primer segundo en mL y en porcentaje frente al teérico. FVC: capacidad vital forzada en mL y en porcentaje
frente al tedrico. DLCO: difusion de CO en porcentaje frente a tedrico. DLCO/VA difusion de CO corregida
por el volumen alveolar en porcentaje frente al tedrico. TAPSE: desplazamiento sistolico del anillo
tricuspideo en milimetros.
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4.6. Correlaciones de las caracteristicas generales con la PECP y PEsubmax

Se analizaron las correlaciones existentes entre los valores basales del VO2 max/kg
de la PECP y el Trim en la PEsubméx con el resto de variables cuantitativas (Tabla 11 y
12). Las correlaciones fueron bajas en general tanto para el VO, max/kg como para el

Tum.

En cuanto al VO, méax/kg (Tabla 11) se encontraron correlaciones moderadas para el
tiempo empleado en AF de intensidad moderada y alta medido mediante el holter, aunque
con significacion estadistica so6lo para AF de intensidad alta (Rho=0,642; p=0,045)
(cuanto mayor es el tiempo empleado en AF de intensidad alta mayor es la puntuacion
del VO2 méax/kg).

Al igual que lo ocurrido con el VO2 méx/kg, en relacion con el Tum (Tabla 12) se
encontraron correlaciones débiles, siendo significativas para las AF moderadas segun el
cuestionario IPAQ (Rho=0,461; p=0,047) (a mayor MET-min/semana en AF moderadas,
mayor tiempo alcanzado en la PEsubméax), para el TAPSE (Rho=0,475; p=0,040) (a
mejor funcion ventricular derecha (FVD) medida indirectamente mediante el TAPSE,
mayor tiempo alcanzado en la PEsubmax) y para el tiempo empleado en actividades
sedentarias medido mediante el holter (Rho=-0,687; p=0,028) (a menor tiempo empleado

en actividades sedentarias, mayor tiempo alcanzado en la PEsubmax).
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Tabla 11. Coeficientes de correlacion para el consumo de oxigeno maximo por el peso

(VO2 max/kg)
) Coeficiente de o
Variables y Significacion
correlacion

0,072 p=0,771

0,168 p=0,492

0,070 p=0,775

-0,393 p=0,096

0,293 p=0,060

0,371 p=0,118

-0,048 p=0,846

0,337 p=0,158

0,023 p=0,926

0,149 p=0,542

0,058 p=0,814

0,043 p=0,861

0,171 p=0,637

-0,512 p=0,130

0,049 p=0,894

0,519 p=0,125

0,642 p=0,045

Coeficiente de correlacion de Spearmam (Rho)
Correlacidn significativa (p<0,05)
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Tabla 12. Coeficientes de correlacion para el tiempo alcanzado en la prueba de esfuerzo submaximo

Variables

(TLivm)
Coeficiente de e
. Significacion
correlacion
0,107 p=0,663
0,077 p=0,753
0,161 p=0,511
-0,234 p=0.334
0.461 p=0,047
0,330 p=0.168
-0,055 p=0,825
0,475 p=0,040
0,113 p=0,646
0,090 p=0,714
0,149 p=0,542
0,089 p=0.717
0,026 p=0,944
- 0,687 p=0,028
0,543 p=0.105
0,044 p=0.903
0,122 p=0,736

Coeficiente de correlacion de Spearmam (Rho)
Correlacion significativa (p<0,05)

69







DISCUSION







DISCUSION

5. DISCUSION

Nuestro trabajo pretende evaluar los cambios en la tolerancia al ejercicio asi como
la actividad fisica tras la cirugia de correccion del PE; encontrando como hallazgos
principales que existe una mejora en la tolerancia al ejercicio medida mediante pruebas
de esfuerzo cardiopulmonar maxima y submaxima, independientemente de los habitos de
AF de los pacientes medidos no s6lo mediante cuestionarios sino también de manera méas

objetiva con el uso de holters de AF. Dicha AF no varia tras la cirugia.

5.1.Variables principales: prueba de esfuerzo maximo y submaximo

Los resultados de nuestro estudio muestran una mejoria en la capacidad o
tolerancia al ejercicio medido mediante PECP y PEsubmax tras la cirugia de correccién
del PE, independientemente de la técnica quirdrgica utilizada y sin relacién con la

situacion de AF basal de los pacientes.

La capacidad de ejercicio de nuestra poblacion de estudio medida mediante VO, max; en
valores absolutos como en porcentajes de sus tedricos, asi como corregido mediante el
peso (VO2 max/kg), se encuentra practicamente dentro de la normalidad o muestra una
limitacion leve; al igual que los datos que muestran autores como Neviere et al. (65, 67)
0 Das et al. (62). Y tras la correccion quirdrgica obtenemos una mejoria en dichos
parametros que concuerda con algunos autores (61, 64, 65, 67, 69, 71, 72) aunque en
contraposicion a otros estudios donde no se evidencian cambios significativos en VO;

max en la valoracién postquirurgica (6, 7, 8, 47, 63, 66, 70).

La mayoria de los estudios analizan el VO2 max en mL/min/kg (salvo los trabajos de
Kelly et al. (64) y Cahill et al. (72) que miden los valores absolutos en L/min), ya que
suele ser un valor mas preciso realizandose una correccion con respecto al peso, ya que
éste puede variar durante el seguimiento de los pacientes. Por otra parte, no existe una
homogeneidad entre los equipos de ergoespirometria de esfuerzo ni tampoco en los
protocolos realizados (por ejemplo, nimero de watios que incrementan cada minuto) por
lo que podria ser un factor a tener en cuenta entre las diferencias en la literatura al

respecto.
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El cuanto a VO lat, nuestra poblacion presenta valores basales inferiores a la normalidad
(42,8 % de media), concordante con los trabajos de Malek et al. (4) y Neviere et al. (66).
Dichos autores observan que pacientes con indice de Haller o PSI > 4 (valores medio en
torno a 4,6-4,7) presentan valores de VO lat < 39%, a diferencia de nuestro estudio donde
los valores medios de PSI son menores (3,4; 1C95% = [3,2 — 3,6]) y no obtenemos
correlacion con el grado de severidad del PE. La presencia de un VO lat disminuido no
se describe en la mayoria de los estudios y, sin embargo, nos ayuda a diferenciar que la
intolerancia al ejercicio no se debe a un desacondicionamiento o falta de entrenamiento

fisico cuando encontramos un VO lat precoz (< 40%).

Ademas, la eficacia cardiovascular medida mediante el O2/HR se encuentra basalmente
proximo a los limites inferiores de la normalidad con un incremento tras la cirugia de
16% (p<0,05) concordante con los datos publicados en la literatura. (36, 40, 46-48, 62-
72).

Por otro lado, parametros como la VE/VVM que nos ayuda a valorar si existe una
limitacion ventilatoria durante el ejercicio, aparecen preservados en nuestros pacientes,
evidencidndose una amplia reserva respiratoria (VE/VVM < 50-70%) a diferencia de lo
que sucede en pacientes con patologia pulmonar obstructiva que suele caracterizarse por
alcanzar una VE superior al 85% de su VVVM, casi agotando su reserva respiratoria. En el
caso de personas con alto entrenamiento fisico (por ejemplo, atletas), podemos encontrar
que alcanzan un VE muy cercano a su VVM (agotarian la reserva respiratoria) y a
diferencia de la patologia pulmonar encontrariamos un VO2 max por encima de su tedrico
(33).

Sin embargo, en relacion a la tolerancia al ejercicio mediante PEsubmax no existen datos
en la literatura, siendo éste uno de los aspectos mas novedosos de nuestro estudio. Dichas
pruebas son menos laboriosas y mas factibles de realizar frente a las PECP, siendo ademas
mas sensibles los cambios a alguna intervencion que se realice (74). De esta manera, se
observa que manteniendo una carga de trabajo o potencia constante (al 80% de VO2 max)
encontramos una mejora clinica y estadisticamente significativa en la resistencia al
gjercicio tras la cirugia (Tum > 90 segundos) (76); con una aceptable correlacion con la

AF moderada mediante cuestionario especifico de AF y la FVD medida mediante
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TAPSE, e inversamente con el tiempo empleado en actividades sedentarias mediante el
holter de AF.

5.2. Actividad fisica

Se analiza la AF en nuestros pacientes basal y tras la cirugia para minimizar los
efectos de confusion que pudiera tener el desacondicionamiento o falta de entrenamiento
fisico, y ademas valorar si tiene algun impacto en cambios en la AF de nuestros pacientes
tras la correccion del PE. De esta manera, se realiza la valoracion postquirdrgica una vez
retirada la barra subesternal y tras al menos 3 meses de la misma, para que el paciente
pueda realizar actividades de mayor intensidad fisica; a diferencia de otros estudios donde
se mantiene la valoracién sin la retirada de la barra (36, 62, 63, 66, 69). Pocos estudios
analizan la AF que realizan los pacientes con PE antes y después de la cirugia, y lo
realizan principalmente mediante cuestionarios (4, 62, 66, 67, 78), en nuestro caso se
afiade el uso de un holter de AF para comparar los datos que se recogen en el cuestionario
con la AF real de los pacientes, siendo los resultados concordantes entre ambos tipos de
medicion (cuestionario especifico de AF y holter), principalmente para AF leves y
moderadas; y mostrando datos mas fiables y objetivos que los obtenidos s6lo por medio

de cuestionarios.

La AF en sujetos sanos de la misma edad que el grupo de pacientes con PE se describe
en los trabajos de Lesbo et al. (39) y Tang et al. (66); siendo ésta de intensidad moderada
(realizacion de AF entre 1-2 veces a la semana), similar a los valores de nuestra poblacion
obtenidos mediante el cuestionario especifico de AF (IPAQ). A diferencia del registro de
la AF mediante holters de nuestros pacientes con PE que es algo menor comparado con

los datos de la literatura en poblacion sana (39, 66).

Malek et al. (4) o Das et al. (62) describen que > 85% de los pacientes con PE incluidos
en sus estudios tienen una historia de AF aerobica moderada, similar a los de nuestra
poblacién. Tras la correccion quirdrgica, no se encuentran diferencias en cuanto a
cambios en el nivel o tipo de AF realizada, concordante con los datos de la literatura (66,
78).
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5.3. Calidad de vida

A pesar de que méas de la mitad de los pacientes presentan sintomas basales
relacionados con el PE, la calidad de vida basal medida mediante el cuestionario EQ-5D
muestra resultados aceptables con escasa limitacion para actividades cotidianas, asi como
dolor y malestar. Igualmente sucede con el cuestionario NQ-mA donde el mayor impacto
es en la esfera psicosocial (imagen corporal principalmente) frente al componente fisico.
La gravedad del PE mediante PSI no se correlaciona con las puntaciones de los
cuestionarios de calidad de vida, en consonancia con los datos descritos por Kelly et al.
(29).

Zuidema et al. (83) valora la calidad de vida hasta 2 afios tras la cirugia, a diferencia de
nuestro trabajo donde se realiza un Unico control tras 3 meses de la misma; obteniéndose
cambios significativos con mayor impacto en el componente psicosocial, concordantes
con los resultados de la literatura (29, 79-87). Teniendo en cuenta que ademas los
sintomas que perciben los pacientes de manera basal mejoran tras la correccion,

principalmente la intolerancia al ejercicio y la disnea.

5.4. Otras variables

El PE se relaciona mas frecuentemente con diversos sintomas: disnea, fatiga,
molestias toracicas y palpitaciones, a menudo relacionados con el ejercicio. De esta
manera, nuestra poblacion presenta sintomas en relacion con el PE en el 63% de los casos,
siendo el més frecuente la intolerancia al esfuerzo (57,9%), al igual que se describe en la
bibliografia (3). Sintomas que tras la cirugia de correccion del PE mejoran

significativamente.

Por otro lado, el estudio funcional respiratorio en reposo de nuestros pacientes, que
incluye espirometria forzada y difusion de CO, es normal; en consonancia con lo reflejado
en la mayoria de los estudios (28), salvo algunos que describen datos en relacion con un
patrén restrictivo secundario a la compresion esternal (40). En nuestro caso, tras la
reparacion quirdrgica, no habia cambios significativos, al igual que los resultados

obtenidos por Malek et al. (30). Esto puede deberse a que la valoracién se realiza en un
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periodo reciente tras la cirugia donde no suele haber mejoria o incluso pueden disminuir

los pardmetros funcionales, como demuestran O'Keefe et al. (47) 0 Maagaard et al. (48)

en una valoracion a largo plazo.

Con respecto a la funcidén cardiaca en reposo, nuestra poblacién presenta escasas
alteraciones en el electrocardiograma y el ecocardiograma (10,5%): un prolapso valvular
y un bloqueo de rama derecha, que coincide con los hallazgos méas frecuentemente
encontrados en los pacientes con PE (44).

Asi, mediante la determinacion del desplazamiento sistélico del anillo tricuspideo
(TAPSE) en el ecocardiograma, podemos realizar una medicion indirecta de la funcion
ventricular derecha, con pardmetros dentro de la normalidad en nuestra serie de casos (>
17 mm) y sin cambios tras la correccion (p=0,134). A diferencia de los hallazgos
encontrados en la bibliografia que obtienen mejora significativa frente a la situacion
previa a la cirugia (48, 52- 58).

5.5. Limitaciones del estudio

Una de las principales limitaciones de nuestro estudio es la pérdida de seguimiento
en cuanto a la medicion de la AF mediante holter en la valoracion postquirargica, que se
realiza en un subgrupo de pacientes que son los que acceden a realizarlo en la visita tras
la cirugia. Los pacientes que no llevan a cabo la medicion, alegan dificultad para volver
al centro a devolver el holter por diferentes motivos. Se realiza la comparacion entre la
AF obtenida mediante el holter de manera basal entre la poblacion inicial y el subgrupo
de pacientes que si completan el seguimiento y los resultados son similares, por lo que

presumiblemente no tendrian por qué conllevar un sesgo inicialmente.

Otra limitacion puede ser que se realizan dos tipos de técnicas quirurgicas muy diferentes
pudiendo afiadir un sesgo a los resultados obtenidos, aungue en la bibliografia ninguno
de los dos procedimientos ha demostrado ser superior al otro en cuanto a complicaciones
y resultados. Asi, en nuestro estudio no se observan diferencias significativas en cuanto
a las complicaciones postquirargicas entre las técnicas evaluadas, aunque esto
probablemente tenga relacion al diferente porcentaje de pacientes sometidos a cada

técnica.
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Es de interés sefialar que, a pesar que de forma inicial la presencia de enfermedades
respiratorias concomitantes fue un criterio de exclusiéon, no el hecho de presentar
enfermedades cardiologicas asociadas al PE; pudiendo ser dichas comorbilidades la causa
de la alteracion en las PECP, sin embargo, esta circunstancia ha sido excepcional y sélo

ocurrié en un paciente.

De la misma manera, el escaso numero de pacientes de la poblacion analizada puede
influir en los resultados del mismo, aunque se debe a la baja prevalencia del PE asi como
al nimero de casos intervenidos en los tres afios previos al periodo de estudio en nuestra
area. Y aunque no se alcanza el tamafio muestral calculado si se obtienen diferencias
clinica y estadisticamente significativas en las variables principales en nuestra serie de

Casos.
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CONCLUSIONES

Los pacientes con PE presentan alteraciones cardiopulmonares leves que
principalmente se evidencian durante el esfuerzo y condicionan una intolerancia
al ejercicio, a pesar de presentar un estudio funcional respiratorio y cardiaco en

reposo dentro de la normalidad.

La correccion quirdrgica del PE tiene impacto en la tolerancia al ejercicio medida
mediante pruebas de esfuerzo cardiopulmonar méxima y, fundamentalmente,
submaxima, independientemente de los habitos de AF que realizan los pacientes

tanto basal como post-cirugia.

La medicidn de la AF en la evaluacion de los pacientes con PE nos ayuda a valorar
de manera mas adecuada las limitaciones al ejercicio fisico. La AF de los
pacientes con PE presenta niveles algo menores de lo esperado aunque sin

cambios tras la correccion quirdrgica.
A pesar de que la calidad de vida basal de los pacientes con PE es aceptable,

experimenta una mejora significativa tras la cirugia, con mayor impacto en la

esfera psicosocial.

81






REFERENCIAS
BIBLIOGRAFICAS







REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

7. REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

(1) Fokin AA, Steuerwald NM, Ahrens WA, Allen KE. Anatomical, histologic and

genetic characteristics of congenital chest wall deformities. Semin Thorac Cardiovasc

Surg 2009;21(1):44-57.

(2) Kotzot D, Schwabegger AH. Etiology of chest wall deformities: a genetic review for
the treating physician. J Pediatr Surg 2009;44(10):2004-11.

(3) Kelly R. Pectus excavatum: Historical background, clinical picture, preoperative
evaluation and criteria for operation. Semin Pediatr Surg 2008;17(3):181-93.

(4) Malek MH, Fonkalsrud EW, Cooper CB. Ventilatory and cardiovascular responses to
exercise in patients with pectus excavatum. Chest 2003;124(3):870-82.

(5) Haller JA, Kramer SS, Lietman SA. Use of CT scans in selection of patients for pectus
excavatum surgery: a preliminary report. J Pediatric Surf 1987;22(10): 904-6.

(6) Colombani P. Preoperative assessment of chest wall deformities. Semin Thorac
Cardiovasc Surg 2009; 21(1):58-63.

(7) Swanson JW, Avansino JR, Phillips GS, Yung D, Whitlock KB, Redding GJ, et al.
Correlating Haller Index and cardiopulmonary disease in pectus excavatum. Am J Surg.
2012;203(5):660-4.

(8) Abu-Tair T, Turial S, Hess M, Wiethoff CM, Staatz G, Lollert A, et al. Impact of
Pectus Excavatum on Cardiopulmonary Function. Ann Thorac Surg. 2018;105(2):455-
60.

(9) Jaroszewski DE, Fonkalsrud EW. Repair of pectus chest deformities in 320 adult
patients: 21 year experience. Ann Thorac Surg. 2007;84(2):429-33.

(10) Weber PG, Huemmer HP, Reingruber B. Forces to be overcome in correction of
pectus excavatum. J Thorac Cardiovasc Surg. 2006;132(6):1369-73.

(11) Aronson DC, Bosgraaf RP, van der Horst C, Ekkelkamp S. Nuss procedure: Pediatric
surgical solution for adults with pectus excavatum. World J Surg 2007;31:26-9.

85



REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

(12) Johnson WR, Fedor D, Singhal S. Systematic review of surgical treatment techniques
for adult and pediatric patients with pectus excavatum. J Cardiothoracic Surg 2014;9:25.

(13) Abid I, Ewais MM, Marranca J, Jaroszewski DE. Pectus Excavatum: A Review of
Diagnosis and Current Treatment Options. J Am Osteopath Assoc. 2017;117(2):106-13.

(14) Ravitch MM. The Operative Treatment of Pectus Excavatum. Ann Surg.
1949;129(4):429-44.

(15) R. Kabbaj, M. Burnier, R. Kohler, N. Loucheur, R. Dubois, J.L. Jouve. Minimally
invasive repair of pectus excavatum using the Nuss technique in children and adolescents:

Indications, outcomes, and limitations. Orthop Traumatol Surg Res 2014;100(6):625-30.

(16) Nuss D, Kelly RE Jr. Indications and technique of Nuss procedure for pectus
excavatum. Thorac Surg Clin. 2010;20(4):583-97.

(17) Jaroszewski D, Notrica D, McMahon L, Steidley DE, Deschamps C. Current
Management of Pectus Excavatum: A Review and Update of Therapy and Treatment
Recommendations. J Am Board Fam Med 2010;23(2):230-9.

(18) Santana Rodriguez N, Hernandez Rodriguez H, Gamez Garcia P, Madrigal Royo L,
Cordoba Peldez M, Varela Ugarte A. Correccién videotoracoscdpica minimamente

invasiva del pectus excavatum. Arch Bronconeumol. 2002;38(8):392-5.

(19) Molins L, Fibla JJ, Perez J, Vidal G. Chest wall surgery: Nuss technique for repair
of pectus excavatum in adults. Multimed Man Cardiothorac  Surg.
2007;2007(102):mmcts.2004.000315.

(20) Molik KA, Engum SA, Rescorla FJ, West KW, Sherer LR, Grosfeld JL. Pectus
excavatum repair: experience with standard and minimal invasive techniques. J Pediatr
Surg 2001;36(2):324-8.

(21) Johnson WR, Fedor D, Singhal S. Systematic review of surgical treatment techniques

for adult and pediatric patients with pectus excavatum. J Cardiothoracic Surg 2014;9:25.

(22) Fibla JJ, Molins L, Moradiellos J, Rodriguez P, Heras F, Canalis E, et al. Experience
with the Nuss technique for the treatment of Pectus Excavatum in Spanish Thoracic
Surgery Departments. Cir Esp. 2016;94(1):38-43.

86



REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

(23) Schier F, Bahr M, Klobe E. The vacuum chest wall lifter: an innovative, nonsurgical
addition to the management of pectus excavatum. J Pediatr Surg. 2005;40(3):496-500.

(24) Haecker FM, Mayr J. The vacuum bell for treatment of pectus excavatum: An

alternative to surgical correction?. Eur J Cardiothorac Surg 2006;29(6):557-61.

(25) Raggi P, Callister TQ, Lippolis NJ, Russo DJ. Is mitral valve prolapse due to cardiac
entrapment in the chest cavity? A CT view. Chest 2000;117(3):636-42.

(26) Silbiger JJ, Parikh A. Pectus excavatum: echocardiographic, pathophysiologic, and
surgical insights. Echocardiography. 2016;33(8):1239-44.

(27) Rodriguez-Granillo GA, Raggio IM, Deviggiano A, Bellia- Munzon G, Capunay C,
Nazar M, et al. Impact of pectus excavatum on cardiac morphology and function
according to the site of maximum compression: effect of physical exertion and respiratory
cycle. Eur Heart J Cardiovasc Imaging. 2020;21(1):77-84.

(28) Tzelepis GE. Chest Wall Diseases: Respiratory Pathophysiology. Clin Chest Med.
2018;39(2):281-96.

(29) Kelly RE Jr, Cash TF, Shamberger RC, Mitchell KK, Mellins RB, Lawson ML, et
al. Surgical repair of pectus excavatum markedly improves body image and perceived
ability for physical activity: multicenter study. Pediatrics 2008;122(6):1218 —22.

(30) Malek MH, Berger DE, Marelich WD, Coburn JW, Beck TW, Housh TJ. Pulmonary
function following surgical repair of pectus excavatum: a meta-analysis. Eur J
Cardiothorac Surg 2006;30(4):637— 43.

(31) Lam MWC, Klassen AF, Montgomery CJ, LeBlanc JG, Skarsgard ED. Quality-of-
life outcomes after surgical correction of pectus excavatum: a comparison of the Ravitch
and Nuss procedures. J Pediatr Surg 2008;43(5):819 —25.

(32) Tardie GB, Dorsey DA, Kaeferlein BH. Evaluation of unexplained dyspnea in a
young athletic male with pectus excavatum. J Sports Sci Med. 2005;4(3):323-31

(33) Wasserman K, Hansen JE, Sue DY, Stringer WW, Whipp BJ. Principles of exercise
testing and interpretation: including pathophysiology and clinical applications
Philadelphia: Lippincott Williams & Wilkins; 2005.

87



REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

(34) ATS/ACCP. ATS/ACCP statement on cardiopulmonary exercise testing. Am J
Respir Crit Care Med 2003;167(2):211-77.

(35) Maagaard M, Heiberg J. Improved cardiac function and exercise capacity following
correction of pectus excavatum: a review of current literature. Ann Cardiothorac Surg.
2016;5(5):485-92.

(36) Borowitz D, Cerny F, Zallen G, Sharp J, Burke M, Gross K, et al. Pulmonary
function and exercise response in patients with pectus excavatum after Nuss repair. J
Pediatr Surg 2003;38(4):544-7.

(37) Saleh RS, Finn JP, Fenchel M, Moghadam AN, Krishnam M, Abrazado M, et al.
Cardiovascular magnetic resonance in patients with pectus excavatum compared with
normal controls. J Cardiovasc Mag Res 2010;12(1):73.

(38) Malek MH, Coburn JW. Strategies for cardiopulmonary exercise testing of pectus
excavatum patients. Clinics 2008;63(2):245-54.

(39) Lesbo M, Tang M, Nielsen HH, Frgkier J, Lundorf E, Pilegaard HK, et al.
Compromised cardiac function in exercising teenagers with pectus excavatum. Interact
Cardiovasc Thorac Surg. 2011;13(4):377-80.

(40) Haller JA Jr, Loughlin GM. Cardiorespiratory function is significantly improved
following corrective surgery for severe pectus excavatum. Proposed treatment guidelines.
J Cardiovasc Surg (Torino) 2000; 41(1):125-30.

(41) Tardy MM, Filaire M, Patoir A, Gautier-Pignonblanc P, Galvaing G, Kwiatkowski
F, et al. Exercise cardiac output limitation in pectus excavatum. J Am Coll Cardiol
2015;66(8):976—7.

(42) Narayan RL, Vaishnava P, Castellano JM, Fuster V. Quantitative assessment of right

ventricular function in pectus excavatum. J Thorac Cardiovasc Surg 2012;143(5):e41-2.

(43) Malek MH, Berger DE, Housh TJ, Marelich WD, Coburn JW, Beck TW.

Cardiovascular function following surgical repair of pectus excavatum: a meta-analysis.

88



REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

Chest 2006; 130(2):506-16.

(44) Obermeyer RJ, Cohen NS, Jaroszewski DE. The physiologic impact of pectus
excavatum repair. Semin Pediatr Surg. 2018;27(3):127-32.

(45) Lawson ML, Mellins RB, Tabangin M, Kelly RE Jr, Croitoru DP, Goretsky MJ, et
al. Impact of pectus excavatum on pulmonary function before and after repair with the
Nuss procedure. J Pediatr Surg. 2005;40(1):174-80.

(46) Castellani C, Windhaber J, Schober PH, Hoellwarth ME. Exercise performance
testing in patients with pectus excavatum before and after Nuss procedure. Pediatr Surg
Int. 2010;26(7):659-63.

(47) O'Keefe J, Byrne R, Montgomery M, Harder J, Roberts D, Sigalet DL. Longer term
effects of closed repair of pectus excavatum on cardiopulmonary status. J Pediatr Surg.
2013;48(5):1049-54.

(48) Maagaard M, Tang M, Ringgaard S, Nielsen HH, Frokizer J, Haubuf M, et al.
Normalized cardiopulmonary exercise function in patients with pectus excavatum three
years after operation. Ann Thorac Surg. 2013;96(1):272-8.

(49) Morshuis W, Folgering H, Barentsz J, van Lier H, Lacquet L. Pulmonary function
before surgery for pectus excavatum and at long-term follow-up. Chest.
1994;105(6):1646-52.

(50) Chang PY, Lai J-Y, Chen J-C, Wang C-J. Long-term changes in bone and cartilage
after Ravitch's thoracoplasty: findings from multislice computed tomography with 3-

dimensional reconstruction. J Pediatr Surg. 2006;41(12):1947-50.

(51) Redlinger RE Jr, Kelly RE, Nuss D, Goretsky M, Kuhn MA, Sullivan K, et al.
Regional chest wall motion dysfunction in patients with pectus excavatum demonstrated

via optoelectronic plethysmography. J Pediatr Surg. 2011;46(6):1172-6.

(52) Kowalewski J, Brocki M, Dryjanski T, Zolynski K, Koktysz R. Pectus excavatum:
increase of right ventricular systolic, diastolic, and stroke volumes after surgical repair. J
Thorac Cardiovasc Surg. 1999;118(1):87-92; discussion 92-3.

89



REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

(53) Huang PM, Liu CM, Cheng YJ, Kuo SW, Wu ET, Lee YC. Evaluation of
intraoperative cardiovascular responses to closed repair for pectus excavatum. Thorac
Cardiovasc Surg. 2008;56(6):353-8.

(54) Giirkan U, Aydemir B, Aksoy S, Akgoz H, Tosu AR, Oz D, et al. Echocardiographic
assessment of right ventricular function before and after surgery in patients with pectus
excavatum and right ventricular compression. Thorac Cardiovasc Surg. 2014;62(3):231-
5.

(55) Krueger T, Chassot PG, Christodoulou M, Cheng C, Ris HB, Magnusson L. Cardiac
function assessed by transesophageal echocardiography during pectus excavatum repair.
Ann Thorac Surg. 2010;89(1):240-3.

(56) Peterson RJ, Young WG Jr, Godwin JD, Sabiston DC Jr, Jones RH. Noninvasive
assessment of exercise cardiac function before and after pectus excavatum repair. J
Thorac Cardiovasc Surg. 1985;90(2):251-60.

(57) Jeong JY, Park HJ, Lee J, Park JK, Jo KH. Cardiac morphologic changes after the
nuss operation for correction of pectus excavatum. Ann Thorac Surg. 2014;97(2):474—
478.

(58) Coln E, Carrasco J, Coln D. Demonstrating relief of cardiac compression with the
Nuss minimally invasive repair for pectus excavatum. J Pediatr Surg. 2006;41(4):683-6;

discussion 683-6.

(59) Topper A, Polleichtner S, Zagrosek A, Prothmann M, Traber J, Schwenke C, et al.
Impact of surgical correction of pectus excavatum on cardiac function: insights on the
right ventricle. A cardiovascular magnetic resonance studyt. Interact Cardiovasc Thorac
Surg. 2016;22(1):38-46.

(60) Solway S, Brooks D, Lacasse Y, Thomas S. A qualitative systematic overview of
the measurement properties of functional walk tests used in the cardiorespiratory domain.
Chest; 2001;119(1):256-270.

(61) Hansen JE, Sun XG, Yasunobu Y, Garafano RP, Gates G, Barst RJ, et al.
Reproducibility of cardiopulmonary exercise measurements in patients with pulmonary
arterial hypertension. Chest. 2004;126(3):816-24.

90



REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

(62) Das BB, Recto MR, Yeh T. Improvement of cardiopulmonary function after
minimally invasive surgical repair of pectus excavatum (Nuss procedure) in children.
Ann Pediatr Cardiol. 2019;12(2):77-82.

(63) Udholm S, Maagaard M, Pilegaard H, Hjortdal V. Cardiac function in adults
following minimally invasive repair of pectus excavatum. Interact Cardiovasc Thorac
Surg. 2016;22(5):525-9.

(64) Kelly RE Jr, Mellins RB, Shamberger RC, Mitchell KK, Lawson ML, Oldham KT,
et al. Multicenter study of pectus excavatum, final report: complications, static/exercise

pulmonary function, and anatomic outcomes. J Am Coll Surg. 2013;217(6):1080-9.

(65) Neviere R, Benhamed L, Duva Pentiah A, Wurtz A. Pectus excavatum repair
improves respiratory pump efficacy and cardiovascular function at exercise. J Thorac
Cardiovasc Surg. 2013;145(2):605-6.

(66) Tang M, Nielsen HH, Lesbo M, Fregkiaer J, Maagaard M, Pilegaard HK, et al.
Improved cardiopulmonary exercise function after modified Nuss operation for pectus
excavatum. Eur J Cardiothorac Surg. 2012;41(5):1063-7.

(67) Neviere R, Montaigne D, Benhamed L, Catto M, Edme JL, Matran R, et al.
Cardiopulmonary response following surgical repair of pectus excavatum in adult
patients. Eur J Cardiothorac Surg. 2011;40(2):e77-82.

(68) Sigalet DL, Montgomery M, Harder J, Wong V, Kravarusic D, Alassiri A. Long term
cardiopulmonary effects of closed repair of pectus excavatum. Pediatr Surg Int.
2007;23(5):493-7.

(69) Sigalet DL, Montgomery M, Harder J. Cardiopulmonary effects of closed repair of
pectus excavatum. J Pediatr Surg. 2003;38(3):380-5.

(70) Quigley PM, Haller JA Jr, Jelus KL, Loughlin GM, Marcus CL. Cardiorespiratory

function before and after corrective surgery in pectus excavatum. J Pediatr. 1996;128(5

91



REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

Pt 1):638-43.

(71) Morshuis WJ, Folgering HT, Barentsz JO, Cox AL, van Lier HJ, Lacquet LK.
Exercise cardiorespiratory function before and one year after operation for pectus
excavatum. J Thorac Cardiovasc Surg. 1994;107(6):1403-9.

(72) Cahill JL, Lees GM, Robertson HT. A summary of preoperative and postoperative
cardiorespiratory performance in patients undergoing pectus excavatum and carinatum
repair. J Pediatr Surg. 1984;19(4):430-3.

(73) Malek MH, Fonkalsrud EW. Cardiorespiratory outcome after corrective surgery for

pectus excavatum: a case study. Med Sci Sports Exerc 2004;36(2):183-90.

(74) Oga T, Nishimura K, Tsukino M, Hajiro T, lkeda A, lzumi T. The effects of
oxitropium bromide on exercise performance in patients with stable chronic obstructive
pulmonary disease. A comparison of three different exercise tests. Am J Respir Crit
CareMed 2000; 161(6): 1897-190.

(75) Puente-Maestu L, SantaCruz A, Vargas T, Martinez-Abad Y, Whipp BJ. Effects of
training on the tolerance to high-intensity exercise in patients with severe COPD.
Respiration, 2003;70(4):367- 70.

(76) Puente-Maestu L, Villar F, de Miguel J, Stringer WW, Sanz P, Sanz ML, et al.
Clinical relevance of constant power exercise duration changes in COPD Eur Respir J.
2009;34(2):340-5.

(77) Yeh SW, Yang MC, Chang YW, Hsu YT, Tzeng IS, Cheng YL. Improved Dynamics
of Thoracic Cage and Exercise Capacity after Nuss Repair for Pectus Excavatum. Thorac
Cardiovasc Surg. 2020;68(1):85-91.

(78) Zuidema WP, Oosterhuis JWA, Zijp GW, van Baren R, de Lange-de Klerk ESM,
van der Heide SM, et al. Sports activity in adolescents in the Netherlands with a pectus

excavatum; the impact of surgery. J Pediatr Surg. 2019;54(8):1671-4.

92



REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

(79) Lam MWC, Klassen AF, Montgomery CJ, LeBlanc JG, Skarsgard ED. Quality-of-
life outcomes after surgical correction of pectus excavatum: a comparison of the Ravitch
and Nuss procedures. J Pediatr Surg 2008;43(5):819 —25.

(80) Lawson ML, Cash TF, Akers R, Vasser E, Burke B, Tabangin M, et al. A pilot study
of the impact of surgical repair on disease-specific quality of life among patients with
pectus excavatum. J Pediatr Surg. 2003;38(6):916-8.

(81) Roberts J, Hayashi A, Anderson JO, Martin JM, Maxwell LL. Quality of life of
patients who have undergone the Nuss procedure for pectus excavatum: Preliminary
findings. J Pediatr Surg. 2003;38(5):779-83.

(82) Hennig M, Kuebler JF, Petersen C, Metzelder ML. General practitioners assessment
highlights excellent patient satisfaction following bar removal after Nuss procedure in
children and adolescents. Eur J Pediatr Surg. 2012;22(3):222-7.

(83) Zuidema WP, van der Steeg AFW, van der Heide S, Zijp GW, van Baren R,
Oosterhuis JWA, et al. The Outcome of the Single Step Questionnaire in Pectus
Excavatum Patients is Phase Dependent. Eur J Pediatr Surg. 2020;30(2):205-9.

(84) Krasopoulos G, Dusmet M, Ladas G, Goldstraw P. Nuss procedure improves the
quality of life in young male adults with pectus excavatum deformity. Eur J Cardiothorac
Surg 2006; 29(1):1-5.

(85) Velarde J, Silva P, Kral A, Bofill L. Calidad de vida y satisfaccién postquirdrgica en
pacientes pediatricos operados de Pectus excavatum mediante técnica de Nuss. Rev Chil
Pediatr 2013;84(2):166-76.

(86) Steinmann C, Krille S, Mueller A, Weber P, Reingruber B, Martin A.
Pectus excavatum and pectus carinatum patients suffer from lower quality of life and
impaired body image: a control group comparison of psychological characteristics prior
to surgical correction. Eur J Cardiothorac Surg. 2011;40(5):1138-45.

93



REFERENCIAS BIBLIOGRAFICAS

(87) Jacobsen EB, Thastum M, Jeppesen JH, Pilegaard HK. Health-related quality of life
in children and adolescents undergoing surgery for pectus excavatum. Eur J Pediatr Surg.
2010;20(2):85-91.

(88) Vandenbroucke JP. Mejorar la comunicacion de estudios observacionales en
epidemiologia (STROBE): explicacion y elaboracion. Gac Sanit. 2009;23(2):158e1-28.

(89) Garcia-Rio F, Calle M, Burgos F, Casan P, Del Campo F, Galdiz JB, et al. Normativa
SEPAR: Espirometria. Arch Bronconeumol. 2013;49(9):388-40.

(90) Casan P, Burgos F, Barbera JA, Giner J. Manual SEPAR de procedimientos. Modulo

3. Procedimientos de evaluacion de la funcidn pulmonar. Madrid: Luzéan 5; 2002.

(91) Roca Torrent J. Normativa SEPAR: Pruebas de ejercicio cardiopulmonar. Arch
Bronconeumol 2001; 37(7):247-68.

(92) Ainsworth BE, Haskell WL, Whitt MC, Irwin ML, Swartz AM, Strath SJ, et al.
Compendium of physical activities: an update of activity codes and MET intensities. Med
Sci Sports Exerc. 2000;32(9 Suppl):S498-504.

(93) Froberg DG, Kane RL. Methodology for measuring health-state preferences--11:
Scaling methods. J Clin Epidemiol. 1989;42(5):459-71.

(94) Reference values in adults. L Puente-Maestu. En “Clinical Exercise Testing”.

Palange P y Ward S. eds.. Editado por la European Respiratory Society Journal Lts,
Sheffield. 2007 pp165-186. ISBN 978-1-904097-49-5.

94



ANEXQOS







ANEXOS

ANEXO I: Hoja de informacion al paciente y consentimiento informado

HOJA DE INFORMACION PARA LOS PACIENTES INCLUIDOS EN EL
PROYECTO DE INVESTIGACION: “Tolerancia al ejercicio y nivel de actividad

fisica antes y después de la cirugia de correccion del pectus excavatum”

Este estudio se esta realizando en el Hospital Universitario Virgen Macarena de Sevilla,

y ha sido aprobado por el Comité de Etica de la Investigacion de centro (CEIC).

La participacion en el estudio es completamente voluntaria. Vd. puede decidir no
participar, o si decide participar, puede retirar su consentimiento en cualquier momento
sin necesidad de dar ninguna explicacion. Puede estar seguro de que su decision de
participar o no en el mismo no va a afectar a la relacion con su médico ni a la asistencia

médica que va a recibir.

¢ Cual es el proposito del estudio?
El proposito del estudio es valorar la respuesta cardiopulmonar de los pacientes con
pectus excavatum antes y después de la cirugia de correccidn del mismo, hasta un afio de

la misma.

¢Por que me ofrecen participar a mi?
Por tratarse de un paciente con pectus excavatum que va a somenterse a cirugia de

correccion.

¢En qué consiste mi participacion?

Una vez iniciado el estudio, previo a la cirugia del pectus, se le realizaran diversas
pruebas: ecocardiografia, pruebas funcionales respiratorias y prueba de esfuerzo maximo
y subméaximo mediante cicloergémetro (para ver la tolerancia al ejercicio).

Se adjuntaran a dicha documentacion: informacion y consentimiento de la cirugia del
pectus, asi como de la prueba de esfuerzo y pruebas funcionales respiratorias.

Se realizard la cumplimentacion de una serie de cuestionarios de calidad de vida y

actividad fisica. Se colocara durante tres dias un medidor de actividad fisica (holter).
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Dichas pruebas seran repetidas a partir de los 3 meses tras la cirugia para valorar cambios

a nivel cardiaco y respiratorio.

¢ QUE riesgos tiene este estudio?

No presenta riesgos adicionales a los secundarios a la cirugia.

¢ Qué sucede si decide abandonar el estudio?
Si decide participar en este estudio debe saber que lo hace voluntariamente y que podra,
asi mismo, abandonarlo en cualquier momento. Por supuesto, aunque usted abandone el

estudio seguira recibiendo la misma atencion sanitaria por su médico.

¢Como se protegera la confidencialidad de mis datos?
El tratamiento de sus datos se hara con arreglo a lo dispuesto en la Ley Orgénica 15/1999,
de 13 de diciembre, de Proteccion de datos de caracter personal.

Solo el equipo investigador tendra acceso a sus datos personales.

¢ Existen intereses econdmicos en este estudio?

No. El objetivo es mejorar la valoracion y manejo de los pacientes con pectus excavatum.

¢ Quién me puede dar mas informacion?
Puede contactar con el equipo investigador en la Unidad de Neumologia del Hospital
Universitario Virgen Macarena, Dr. , a través del teléfono

Muchas gracias por su colaboracion.
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DOCUMENTO DE CONSENTIMIENTO PARA LA PARTICIPACION EN el
PROYECTO DE INVESTIGACION: “Tolerancia al ejercicio y nivel de actividad

fisica antes y después de la cirugia de correccion del pectus excavatum”

Yo, (nombre y apellidos)

O He leido la hoja de informacidn para los participantes en el estudio arriba mencionado,

pudiendo conversar con el investigador y hacerle todas

las preguntas sobre el estudio para comprender y conocer las condiciones del mismo, y

considero que recibi suficiente informacion.
U Comprendo que mi participacion es voluntaria, y que puedo retirarme del estudio cuando
quiera, sin tener que dar explicaciones, y sin que esto tenga ninguna repercusion sobre

mis cuidados médicos.

0 Autorizo a que se utilicen mis datos en las condiciones que se explican en la hoja de

informacion a los participantes.

U Doy libremente mi conformidad para participar en el estudio.

Con respecto a la conservacion y utilizacion futura de mis datos,

LINO autorizo a que se conserven una vez terminado el presente estudio.

LISI autorizo a que mis datos se conserven una vez terminado el presente estudio, pero sin

que se me pueda identificar por ningun medio.
OSI autorizo a que mis datos se conserven y puedan ser utilizados para otras

investigaciones relacionadas con la presente, manteniendo las condiciones de

confidencialidad de este estudio.
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El paciente El Investigador
Nombre y Apellidos: Nombre y Apellidos:
Fecha: Fecha:

Firma por revocacion:

Nombre y Apellidos:
DNI:

Fecha:
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ANEXO I1: Aceptacion del Comité Etico

Informe Dictamen Favorable

/ '\ B e Proyecto Investigacién Biomédica
ml‘a-num CONSEJERIA DE SALUD C.P.-CI. 1735
30 de diciembre de 2011

COMITE DE ETICA DE LA INVESTIGACION (CEI) DE CENTRO HOSPITAL UNIVERSITARIO
VIRGEN MACARENA

Dr. Victor Sanchez Margalet
Secretario del CEI de centro Hospital Universitario Virgen Macarena

CERTIFICA

19, Que el CEl de centro Hospital Universitario Virgen Macarena en su reunion del dia 22/12/2011, ha evaluado la
propuesta del promotor referida al estudio:

Titulo: Tolerancia al ejercicio y nivel de actividad fisica antes y después de la cirugia de correccion del pectus
excavatum.

Cédigo Interno: 1735

Promotor: Investigador

Version Protocolo Evaluada:

Version Hoja Informacion al Paciente Evaluada:

Fecha Entrada: 15/12/2011

1°, Considera que

- El ensayo se plantea siguiendo los requisitos de la Ley 14/2007, de 3 de julio, de Investigacién Biomédica y su
realizacion es pertinente.

- Se cumplen los requisitos necesarios de idoneidad del protocolo en relacién con los objetivos del estudio y estan
justificados los riesgos y molestias previsibles para el sujeto.

- Son adecuados tanto el procedimiento para obtener el consentimiento informado como la compensacién prevista
para los sujetos por dafios que pudieran derivarse de su participacion en el estudio.

- El alcance de las compensaciones econdmicas previstas no interfiere con el respeto a los postulados éticos.

- La capacidad de los Investigadores y los medios disponibles son apropiados para llevar a cabo el estudio.

2°, Por lo que este CEIC emite un DICTAMEN FAVORABLE.

39, Este CEIC acepta que dicho estudio sea realizado en los siguientes CEIC/Centros por los Investigadores:

CEIC Hospital Universitario Virgen Macarena Ana Gomez-Bastero Ferndndez
(Neumologia) Hospital Virgen Macarena

Lo que firmo en Sevilla, a 30 de diciembre de 2011
NOMBRE SANCHEZ ;‘;E;-J‘:Et“;‘

M
M i

Fdo: MARGALET Morrs g ecsmactmen = o
VICTOR MANUEL - vron MANUEL - NIF 286911500, C
) . NIF 28691159Q ro0alSiammies™
Dr. Victor Sanchez Margalet
Secretario del CEIC Hospital Universitario Virgen Macarena

Hospital Virgen Macarena
Avda. Dr. Fedriani, 3 - Unidad de Investigacion 22 planta Sevilla 41071 Sevilla Espafia

Tel. 955 00 80 74 Fax. 955 00 80 15 Correo electronico administracion.eecc.hvm.sspa@juntadeandalucia.es
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ANEXO I11: Escala de Disnea de la Medical Research Council modificada

Magnitud de la disnea Descripcién

Grado 0 Disnea s6lo con ejercicios extenuantes

Grado 1 Disnea cuando camina rapido en plano o cuando sube una pendiente

Grado 2 Debido a la dishea, camina mas despacio en plano que sujetos de su edad
Grado 3 Debido a la disnea se detiene a descansar al caminar en plano unos 100 metros

0 después de caminar algunos minutos
Grado 4 Debido a la disnea no puede salir de la casa o bien requiere ayuda para vestirse

o0 desvestirse
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ANEXO 1V: Cuestionario European Quality of Life-5 Dimensions

Cuestionario genérico que consta de dos partes:

1. Estado de salud en niveles de gravedad por dimensiones (sistema descriptivo):

MOVILIDAD:

- No tengo problemas para caminar [

- Tengo algunos problemas para caminar [

- Tengo que estar en la cama Ul

CUIDADO PERSONAL.:

- No tengo problemas con el cuidado personal U

- Tengo algunos problemas para lavarme o vestirme U

- Soy incapaz de lavarme o vestirme

ACTIVIDADES COTIDIANAS:

- No tengo problemas para realizar mis actividades cotidianas
- Tengo algunos problemas para realizar mis actividades cotidianas JJ
- Soy incapaz de realizar mis actividades cotidianas [
DOLOR/MALESTAR:

- No tengo dolor ni malestar [

- Tengo moderado dolor o malestarJ

- Tengo mucho dolor o malestard
ANSIEDAD/DEPRESION:

- No estoy ansioso ni deprimido U

- Estoy moderadamente ansioso o deprimido [

- Estoy muy ansioso o deprimido UJ

Comparado con mi estado general de salud durante los Gltimos 12 meses, mi estado
de salud hoy es:

- Mejor U

- Igual U

- Peor O

2. Escala visual analtgica (EVA):

0 10 20 30 40 50 60 70 80 90 100
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ANEXO V: Cuestionario Nuss modificado para adultos

Pregunta

¢Como te ves en general?

¢Como te ves el térax con

la deformidad?
¢ Estarias el resto de tu vida
con el térax como lo tienes

ahora?

¢ Otros se rien de ti por la

forma de tu térax?

¢ Evitas hacer cosas?

¢Escondes el torax?

¢ Estas molesto por cémo se

te ve el torax?

¢ Sientes vergiienza por las

caracteristicas de tu térax?

¢ Te sientes mal contigo

mismo?

¢ Tienes problemas para hacer

ejercicio?

¢El torax te causa dificultad

para respirar?

¢Tu torax es la causa de que
estés cansado?

Puntuaciones

4. Muy feliz

. Muy feliz

. Muy feliz

. Muy a menudo

. Muy a menudo

. Muy a menudo

. Muy a menudo

. Muy a menudo

. Muy a menudo

. Muy a menudo

. Muy a menudo

. Muv a menudo

. Generalmente feliz

. Generalmente feliz

. Generalmente feliz

. A menudo

. A menudo

. A menudo

. A menudo

. A menudo

. A menudo

. A menudo

. A menudo

. A menudo

. Generalmente infeliz

. Generalmente infeliz

. Generalmente infeliz

. A veces

. A veces

. A veces

. Aveces

. A veces

. A veces

. A veces

. A veces

. A veces

1. Muy infeliz

1. Muy infeliz

1. Muy infeliz

4. Nunca

4. Nunca

4. Nunca

4. Nunca

4. Nunca

4. Nunca

4. Nunca

4. Nunca

4, Nunca
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ANEXO VI: Cuestionario Internacional de Actividad Fisica

Las preguntas se referiran al tiempo que usted destiné a estar fisicamente activo en los dltimos 7
dias. Por favor responda a cada pregunta aun si no se considera una persona activa. Por favor,
piense acerca de las actividades que realiza en su trabajo, como parte de sus tareas en el hogar o
en el jardin, moviéndose de un lugar a otro, o en su tiempo libre para la recreacion, el ejercicio o

el deporte.

Piense en todas las actividades intensas que usted realiz6 en los ultimos 7 dias. Las actividades

fisicas intensas se refieren a aquellas que implican un esfuerzo fisico intenso y que lo hacen
respirar mucho mas intensamente que lo normal. Piense solo en aquellas actividades fisicas que

realizé durante por lo menos 10 minutos seguidos.

1. Durante los ultimos 7 dias, ;en cuantos realizé actividades fisicas intensas tales como
levantar pesos pesados, cavar, hacer ejercicios aerobicos o andar rapido en bicicleta?
dias por semana

Ninguna actividad fisica intensa. Vaya a la pregunta 3

2. Habitualmente, ¢cuanto tiempo en total dedic6 a una actividad fisica intensa en uno de esos
dias? horas por dia minutos por dia

No sabe/No esta seguro

Piense en todas las actividades moderadas que usted realizé en los Gltimos 7 dias.

Las actividades moderadas son aquellas que requieren un esfuerzo fisico moderado que lo hace
respirar algo méas intensamente que lo normal. Piense solo en aquellas actividades fisicas que

realizé durante por lo menos 10 minutos seguidos.

3. Durante los ultimos 7 dias, ¢en cuantos dias hizo actividades fisicas moderadas como
transportar pesos livianos, andar en bicicleta a velocidad regular o jugar dobles de tenis? No
incluya caminar. dias por semana

Ninguna actividad fisica moderada. Vaya a la pregunta 5

4. Habitualmente, ¢cuanto tiempo en total dedicé a una actividad fisica moderada en uno de
esos dias? horas por dia minutos por dia

No sabe/No esta seguro
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Piense en el tiempo que usted dedicd a caminar en los Gltimos 7 dias. Esto incluye caminar en
el trabajo o en la casa, para trasladarse de un lugar a otro, o cualquier otra caminata que usted

podria hacer solamente para la recreacion, el deporte, el ejercicio o el ocio.

5. Durante los ultimos 7 dias, ¢En cuantos camind por lo menos 10 minutos seguidos?
dias por semana

Ninguna caminata. Vaya a la pregunta 7

6. Habitualmente, ¢cuanto tiempo en total dedicé a caminar en uno de esos dias?
horas por dia minutos por dia

No sabe/No esté seguro

La ultima pregunta es acerca del tiempo que pas6 usted sentado durante los dias habiles de los
Gltimos 7 dias. Esto incluye el tiempo dedicado al trabajo, en la casa, en una clase, y durante el
tiempo libre. Puede incluir el tiempo que pas6 sentado ante un escritorio, visitando amigos,

leyendo, viajando en 6mnibus, o sentado o recostado mirando la television.

7. Durante los ultimos 7 dias ¢cuanto tiempo pasé sentado durante un dia habil?

horas por dia minutos por dia

No sabe/No estéa seguro

Modo de cuantificacion del IPAQ: MET x minutos de actividad/dia x dias a la semana
- Caminar = 3.3 METs
- Actividad moderada = 4.0 METs
- Actividad intensa = 8.0 METSs

MET total-minutos/semana = Caminar (METs*min*dias) + Mod (METs*min*days) + Intensa
(METs*min*days):

- Actividad intensa: 8 x min x dias =

- Actividad moderada: 4 x min x dias =

- Actividad ligera: 3.3 x min x dias =
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ANEXOS

Se proponen 3 niveles de actividad fisica:
Categoria 1: Baja
- Sin actividad
- Alguna actividad se presenta, pero no lo suficiente para introducirlo en las Categorias
203.

Categoria 2: Moderada

Alguno de los siguientes criterios:

- 3 dias 0 mas de actividad fisica vigorosa con una intensidad de al menos 20 minutos por dia

0

- 50 maés dias de intensidad fisica moderada y/o andar al menos 30 minutos por dia

0

- 5 0 mas dias de cualquier combinacién de andar, actividad de intensidad moderada y actividad
de intensidad alta sumando un minimo total de actividad fisica de al menos 600 MET-

minutos/semana

Categoria 3: Alta

Cualquiera de los siguientes dos criterios:

- Actividades de intensidad intensa al menos 3 dias sumando un minimo total de actividad
fisica de al menos 1500 MET-minutos/semana

)

- 7 0 més dias de cualquier combinaciéon de andar, intensidad moderada o actividades de
intensidad intensa sumando un minimo total de actividad fisica de al menos 3000 MET-

minutos/semana.
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