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Abstract

        
In the literature there are only three reported cases of spontaneous pneumothorax resulting from congenital cystic adenomatoid malformation in children under 1 year and for whom any resuscitative efforts were made. We present here a fourth case of a pre-term baby girl who was in perfect health, until she suffered a spontaneous pneumothorax as the initial manifestation of congenital cystic adenomatoid malformation of the lung at 10 weeks of age. Atypical segmentectomy with the use of stapling devices was successful. The characteristics of this particular manifestation are discussed.


      
        
Résumé

        
Notre recherche détaillée dans la littérature contemporaine a demontré que le pneumothorax spontané du à la dysplasie adénomatoïde cystique du poumon, chez les sujets de moins d'un an est très rare. Jusqu'à présent les rapports de trois cas ont été décrits et dans ces trois, aucune sorte de réanimation cardiorespiratoire n'a eu lieu. Nous presentons un quatrième cas qui concerne un prématuré de 10 semaines, qui a développé un pneumothorax spontané, comme première manifestation d'une dysplasie adénomatoïde cystique. Elle a subi avec succès une segmentectomie atypique avec stapler. Nous discutons les particularités de ce cas.


      
        
Resumen

        
En la literatura hay solamente tres casos publicados de neumotórax espontáneo consecutivo a una malformación adenomatoide quística pulmonar en niños de menos de 1 año que requirieron maniobras de reanimación. Presentamos un cuarto caso en una niña pretérmino que estaba en perfecto estado de salud hasta que sufrió un neumotórax espontáneo como manifestación inicial de la malformación adenomatoide a las 10 semanas de edad. Se realizó con éxito una segmentectomía atípica con grapadora. Discutimos las características de esta manifestación particular de la MAQP.


      
        
Zusammenfassung

        
In der Literatur gibt es nur drei publizierte Fälle von spontanem Pneumothorax wegen angeborener adenomatöser zystischer Missbildung bei Kindern unter 1 Jahr, die reanimiert werden konnten. Wir berichten über den 4. Fall. Ein frühgeborenes Mädchen, bis zu diesem Zeitpunkt gesund, erlitt im Alter von zehn Wochen einen spontanen Pneumothorax als erste Manifestation einer angeborenen adenomatösen zystischen Missbildung der Lunge. Eine atypische Segmentresektion mittels Stapler konnte erfolgreich angewendet werden. Die Eigenschaften dieser seltenen Manifestation werden im Folgenden beschrieben.


      

Key words

Congenital cystic adenomatoid malformation - Pneumothorax - Infant




Mots-clés

Malformation adénomatoïde cystique du poumon - Pneumothorax - Petit enfant




Palabras clave

Malformacion adenomatoide quística pulmonar - Neumotorax - Niño




Schlüsselwörter

Adenomatöse zystische Missbildung - Pneumothorax - Säugling






References


	
[bookmark: R259-1]1 
              Adzick N S, Harrison M R, Glick P L, Golbus M S, Anderson R L, Mahony B S, Callen P W, Hirsch J H, Luthy D A, Filly R A, deLorimier A A. 
              Fetal cystic adenomatoid malformation. Prenatal diagnosis and natural history. 
              J Pediatr Surg. 
              1985; 
              20 
              483-488 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-2]2 
              Alter S J. 
              Spontaneous pneumothorax in infants: A 10-year review. 
              Pediatr Emerg Care. 
              1997; 
              13 
              401-403 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-3]3 
              Bagolan P, Nahom A, Giorlandino C, Trucchi A, Bilancioni E, Inserta A, Gambuzza G, Spina V. 
              Cystic adenomatoid malformation of the lung: Clinical evolution and management. 
              Eur J Pediatr. 
              1999; 
              158 
              879-882 
            





CrossrefPubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-4]4 
              Bentur L, Ganny G, Thorner P, Superina R, Babyn P, Levison H. 
              Spontaneous pneumothorax in cystic adenomatoid malformation: Unusual clinical and histologic features. 
              Chest. 
              1991; 
              99 
              1292-1293 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-5]5 
              Ekkelkamp S, Vos A. 
              Congenital cystic adenomatoid malformation of the lung: An unusual presentation. 
              Z Kinderchir. 
              1987; 
              42 
              253-254 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-6]6 
              Gaisie G, Sang O K. 
              Spontaneous pneumothorax in cystic malformation. 
              Pediatr Radiol. 
              1983; 
              13 
              281-283 
            





CrossrefPubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-7]7 
              Heij H A, Ekkelkamp S, Vos A. 
              Diagnosis of congenital cystic adenomatoid malformation of the lung in newborn infants and children. 
              Thorax. 
              1990; 
              45 
              122-125 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-8]8 
              King S J, Pilling D W, Walkinshaw S. 
              Fetal echogenic lung lesion: Prenatal ultrasound diagnosis and outcome. 
              Pediatr Radiol. 
              1995; 
              25 
              208-210 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-9]9 
              Lejeune C, Deschildre A, Thumerelle C, Cremer R, Jaillart S, Gosselin B, Leclerc F. 
              Pneumothorax revealing cystic adenomatoid malformation of the lung in a 13-year-old boy. 
              Arch Pediatr. 
              1999; 
              6 
              863-866 
            





CrossrefPubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-10]10 
              Mentzer S J, Filler R M, Phillips J. 
              Limited pulmonary resections for congenital cystic adenomatoid malformation of the lung. 
              J Pediatric Surg. 
              1992; 
              27 
              1410-1413 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-11]11 
              Moncrieff M W, Cameron A H, Astley R, Roberts K D, Abrams L D, Mann J R. 
              Congenital cystic adenomatoid malformation of the lung. 
              Thorax. 
              1969; 
              74 
              476-487 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-12]12 
              Murphy J J, Blair G K, Fraser G C, Ashomore P G, LeBlanc J G, Sett S S, Rogers P, Magee J F, Taylor G P, Dimmick J. 
              Rhabdomyosarcoma arising within congenital pulmonary cysts: Report of three cases. 
              J Pediatr Surg. 
              1992; 
              27 
              1364-1367 
            





CrossrefPubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-13]13 
              Pinter A, Kalman A, Karsza L, Verebely T, Szemledy F. 
              Long-term outcome of congenital cystic adenomatoid malformation. 
              Pediatr Surg Int. 
              1999; 
              15 
              332-335 
            





CrossrefPubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-14]14 
              Sapin E, Lejeune V, Barbet J P, Carricaburu E, Lewin F, Baron J M, Barbotin-Larrieu F, Helardot P G. 
              Congenital adenomatoid disease of the lung: prenatal diagnosis and perinatal management. 
              Pediatr Surg Int. 
              1997; 
              12 
              126-129 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-15]15 
              Stocker J T, Madewell J E, Drake R M. 
              Congenital cystic adenomatoid malformation of the lung. Classification and morphologic spectrum. 
              Hum Pathol. 
              1977; 
              8 
              155-171 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-16]16 
              van Leeuwen K, Teitelbaum D H, Hirschl R B, Austin E, Adelman S H, Polley T Z, Marshall K W, Coran A G, Nugent C. 
              Prenatal diagnosis of congenital cystic adenomatoid malformation and its postnatal presentation, surgical indications and natural history. 
              J Pediatr Surg. 
              1999; 
              34 
              798-799 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-17]17 
              Ward S J. 
              Surgery for congenital cystic adenomatoid malformation of the lung. 
              N Engl J Med. 
              1996; 
              335 
              1689-1690 
            





CrossrefPubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-18]18 
              Wexler H A, Dapena M Y. 
              Congenital cystic adenomatoid malformation: A report of three unusual cases. 
              Radiology. 
              1978; 
              136 
              737-741 
            





PubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-19]19 
              Wolf S A, Hertzler J H, Philipart A I. 
              Cystic adenomatoid dysplasia of the lung. 
              J Pediatr Surg. 
              1980; 
              15 
              925-930 
            





CrossrefPubMedGoogle Scholar





	
[bookmark: R259-20]20 
              Yim A P. 
              Video-assisted thoracoscopic resection of TYPE I cystic adenomatoid malformation in a 3-month old girl. 
              Surg Endosc. 
              1995; 
              9 
              1292-1294 
            





PubMedGoogle Scholar









[bookmark: SIG1]M. D. Stefanos Gardikis



Lecturer in Paediatric Surgery




11 Kotios Str




68100 Alexandroupolis




Greece




Email: sgardik@med.duth.gr
























  >
  
  

    
  

  
    
      
        


      

    

    
      
        
        


      

    

  


  

  
  
    
      
      
    
    
      
        
        
      

    
  




  
  
    
      
      
    
    
      
        
        
      

    
  



  







    
    


















  






      

      

  
    Top of Page
  

  
    
      ©  Georg Thieme Verlag KG | 
      
      
        Imprint |
        Privacy policy statement |
      
      Smartphone Version
      

      
        Your Current IP Address: 44.192.45.10
      

    

    

  




      


  
    
  
  
  
    
    
      
        
        
        
        
      
      
      
      
    
  
  




    

    






    

    
      
        
      
    

    
    


    
      
      
      
    

  