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PALAVRAS-CHAVE Resumo

Fistulas coronarias; Introducdo: Uma fistula corondria é uma conexao entre uma artéria corondria e uma cavidade
Embolizacao; cardiaca ou grande vaso. E um defeito raro e que geralmente ocorre de forma isolada. Apesar
Intervencao de a ecocardiografia bidimensional ter um papel importante no diagnéstico, a angiotomografia
percutanea computorizada ou a angiografia coronaria sao importantes para a delineacao da anatomia. A

cirurgia é o tratamento tradicional, mas o encerramento percutaneo é actualmente o método
recomendado, com excelentes resultados e baixa morbilidade em grupos com experiéncia em
embolizacao terapéutica.

Populagdo e métodos: Descrevemos a experiéncia do nosso centro no tratamento percutaneo
de 15 fistulas coronarias em 12 doentes entre 1996 e 2011. Qito (67%) eram do sexo masculino.
A idade mediana foi de 25 anos. Os motivos de referéncia mais frequentes foram sopro e/ou
cansaco. Todas as fistulas eram de origem congénita. Cinco doentes (42%) tinham patologia car-
diaca concomitante: atrésia da pulmonar com septo interventricular intacto (1), canal arterial
persistente (1), comunicacéo interauricular ostium secundum (1), estenose adrtica em valvula
aortica biscUspide (1), estenose pulmonar critica operada no periodo neonatal (1). Trés doentes
tinham duas fistulas coronarias e nos restantes a lesdo era Unica. As fistulas eram hemodina-
micamente significativas, com origem no territério da coronaria direita (n=10), da coronaria
esquerda (n=3) e da circunflexa (n=2) e drenavam para o ventriculo direito (n=5), artéria
pulmonar (n=6), auricula direita (n=2), seio coronario (n=1) e ventriculo esquerdo (n=1).
O material de embolizacao incluiu coils standard, coils de libertacao controlada, microcoils
(simples, GDC ou IDC) e um dispositivo Amplatzer® Duct Occluder.

Resultados: A embolizacao da fistula foi obtida em todos os doentes. Nao houve mortalidade.
Ocorreu enfarte do ventriculo direito num doente com fistula de grandes dimensdes e coronaria
direita de didmetro muito reduzido distalmente a emergéncia da fistula. Em trés casos ocorre-
ram complicacées minor: embolizacdo inadvertida de coil, recuperado no mesmo procedimento
(1), arritmia transitoria (1) e pseudo-aneurisma femoral (1).

* Autor para correspondéncia.
Correio eletronico: margaridaoms@gmail.com (M. Silva).
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Introducao

Num seguimento médio de 4,9 anos (um més a 14 anos) nao se registaram intercorréncias
relacionadas com o procedimento. O controlo por ecocardiograma e/ou angiografia coronaria
mostrou que em dez doentes ocorreu oclusao eficaz e permanente das fistulas, enquanto que
dois doentes mantiveram fluxo residual minimo, por pequenos vasos acessorios, sem repercussao
hemodinamica.

Conclusdo: As embolizagdes terapéuticas representam uma forma eficaz de abordagem de fis-
tulas coronarias seleccionadas. Estas anomalias tém caracteristicas muito variaveis, pelo que
€ necessario dispor de um grande leque de dispositivos para seleccionar a opcao mais eficaz.
© 2011 Sociedade Portuguesa de Cardiologia. Publicado por Elsevier Espafna, S.L. Todos os
direitos reservados.

Percutaneous embolization of coronary fistulas: a single-center experience

Abstract

Introduction: A coronary fistula is a connection between one of the coronary arteries and a car-
diac chamber or great artery. It is a rare defect and usually occurs in isolation. Two-dimensional
echocardiography has an important role in diagnosis but coronary or CT angiography is essential
to delineate the anatomy. Surgery is the traditional therapeutic approach but percutaneous
closure is now the recommended method, with excellent results and few complications in
experienced centers.

Methods: We describe our experience with percutaneous treatment of 15 coronary fistulas in
12 patients between 1996 and 2011. Eight (67%) were male and median age was 25 years. The
most frequent symptoms were murmur and/or fatigue. All fistulas were congenital. Five patients
(42%) had concomitant cardiac disease: pulmonary atresia with intact ventricular septum (1),
patent ductus arteriosus (1), ostium secundum atrial septal defect (1), stenotic bicuspid aortic
valve (1), and critical pulmonary stenosis operated in the neonatal period (1). Three patients had
two fistulas, while the others had a single lesion. All fistulas were hemodynamically significant.
They originated in the territory of the right coronary (10), left coronary (3) and circumflex (2),
draining into the right ventricle (5), pulmonary artery (6), right atrium (2) coronary sinus (1)
and left ventricle (1). Embolization materials included standard coils, controlled-release coils,
microcoils (standard, GDC or IDC) and an Amplatzer® duct occluder.

Results: Embolization was achieved in all patients. There was no mortality. One patient with
a large fistula and a very small right coronary artery distally to the origin of the fistula had
a right ventricular infarction. In three patients there were minor complications: inadvertent
coil embolization, recovered in the same procedure (1), transient arrhythmia (1) and femoral
pseudo-aneurysm (1). In a mean follow-up of 4.9 years (one month to 14 years), there were
no procedure-related complications. Echocardiographic and/or angiographic control showed
complete and permanent occlusion in ten patients and minimal residual flow in two patients
through small collaterals with no hemodynamic significance.

Conclusion: Percutaneous embolization represents an effective form of treatment for selected
coronary fistulas. A wide range of embolization devices must be available to ensure the best
therapeutic approach.

© 2011 Sociedade Portuguesa de Cardiologia. Published by Elsevier Espana, S.L. All rights
reserved.

e complicacdoes aumenta. Possiveis complicacdes incluem
«roubo’» ao miocardio adjacente, trombose, embolismo,

Uma fistula coronaria € uma conexao entre uma arté-
ria coronaria e uma cavidade cardiaca ou grande vaso'™.
E um defeito raro e que geralmente ocorre de forma
isolada, mas constitui a mais frequente anomalia con-
génita coronaria hemodinamicamente significativa®. A
incidéncia exacta é desconhecida, mas estima-se que seja
de cercade 0,3 a 0,8%, como evidenciado em cateteris-
mos cardiacos de diagnéstico."® A maior parte das fistulas
coronarias é de origem congénita, mas pode ocorrer apds
cirurgia cardiaca ou trauma®'. Habitualmente nao cursam
com sintomas nas primeiras décadas de vida, sobretudo se
pequenas*. A partir dessa altura, a frequéncia de sintomas

insuficiéncia cardiaca, fibrilhacao auricular, endocardite/
endarterite, ruptura e arritmias’2. O diagnéstico diferen-
cial principal é a persisténcia do canal arterial e fistulas
arteriovenosas’.

Apesar de a ecocardiografia bidimensional e o Dop-
pler codificado a cores terem um papel importante no
diagnodstico de fistula coronaria, a angiografia coronaria
ou a tomografia computorizada cardiaca sao essenciais para
a delineacdo da anatomia. A cirurgia é o tratamento tradi-
cional, mas o encerramento percutaneo é uma alternativa
com bons resultados e poucas complicacdes em grupos com
experiéncia em embolizacao terapéutica*. O encerramento
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Tabela 1 Caracteristicas demograficas da populagéo.

N Sexo Fistulas Idade Comorbilidades

1 M 1 64 EAM

2 F 1 53

3 F 1 13 -

4 M 2 61 Padrao Brugada

5 M 2 11 PCA

6 M 1 74 Est A, v. bicUspide
7 M 1 14 Est pulm critica

8 F 1 7 Atr AP SIV intacto
9 F 1 1 CIA

10 M 2 55 -

11 M 1 8

12 M 1 39

Atr AP SIV intacto: atrésia da valvula pulmonar com septo
interventricular intacto; CIA: comunicacao interauricular; EAM:
enfarte agudo do miocardio; Est A: estenose adrtica; Est pulm:
estenose pulmonar; PCA: canal arterial persistente; v. bicUspide:
valvula aortica bictspide

da fistula deve ser feito sempre que esta seja hemodinami-
camente significativa®8.

Descrevemos a experiéncia do nosso centro no encerra-
mento percutaneo de fistulas coronarias entre 1996 e 2011.

Populacdao e métodos

Descrevemos a experiéncia do nosso centro no tratamento
percutaneo de 15 fistulas coronarias em 12 doentes entre
1996 e 2011. Oito (67%) eram do sexo masculino. A idade
mediana foi 25 anos (Tabela 1).

Os motivos de referéncia mais frequentes foram sopro
e/ou cansaco. Todas as fistulas eram de origem congénita.
Cinco doentes (42%) tinham patologia cardiaca concomi-
tante: atrésia da pulmonar com septo interventricular
intacto (1), canal arterial persistente (1), comunicacao
interauricular ostium secundum (1), estenose aortica em
valvula aortica biscUspide (1), estenose pulmonar critica
operada no periodo neonatal (1). Foram realizadas angio-
grafias selectivas para delinear a anatomia da(s) fistula(s). A
embolizacdo foi feita na porcao mais distal da fistula, pou-
pando todos os ramos colaterais. Num doente foi realizada
uma ansa arteriovenosa através da fistula, com embolizacdo
da porcao terminal da fistula a partir da auricula direita. Os
doentes foram heparinizados (100 U.l./kg na crianca e 5000
U.l. no adulto) e foi feito o controlo posterior através do
valor de ACT. Trés dos doentes apresentavam duas fistulas
e os restantes comunicacdes fistulosas isoladas. As fistulas
eram todas hemodinamicamente significativas e tinham ori-
gem no territdrio da coronaria direita (n=10), da coronaria
esquerda (n=3) e da circunflexa (n=2) e drenavam para o
ventriculo direito (n=5), artéria pulmonar (n=6), auricula
direita (n=2), seio coronario (n=1) e ventriculo esquerdo
(n=1). O material de embolizacao incluiu 15 coils standard
em 3 doentes, 1 coil Jackson® num doente (Figuras 1-3),
27 microcoils em 11 doentes (18 microcoils simples em 7
doentes e 9 microcoils GDC em 4 doentes) e um dispositivo
Amplatzer® Duct Occluder num doente (Figuras 4-7).
Merece um destaque especial os microcoils GDC, simples ou
complexos, que sao dispositivos de libertacao controlada

Figura1 Angiografia selectiva de fistula coronaria para o VD.

por electrolise, o que permite que o procedimento seja
reversivel até a fase final da libertacdo, apos se confirmar
a boa posicao do dispositivo. Num doente foi testado um
plug cardiaco Amplatzer® que nao foi libertado por nao ser
adequado a lesao.

Resultados

A embolizacdo da fistula foi obtida em todos os doen-
tes. Nao houve mortalidade. Ocorreu enfarte do ventriculo
direito num doente com fistula de grandes dimen-
sbes e coronaria direita de diametro muito reduzido

Figura2 Encerramento de fistula coronaria com um coil Jack-
son controlada e trés espirais standard.



894

M. Silva et al.

Figura 3 A angiografia final mostra oclusao total da fistula.
Note-se a melhor perfusdao do miocardio apos embolizacdo da
fistula.

distalmente a emergéncia da fistula. Em trés casos ocorre-
ram complicacdes minor: embolizacao inadvertida de coil,
recuperado no mesmo procedimento (1), arritmia transitoria
(1) e pseudo-aneurisma femoral (1).

Num seguimento médio de 4,9 anos (um més a 14 anos)
nao se registaram intercorréncias relacionadas com o pro-
cedimento. O controlo por ecocardiograma e/ou angiografia
coronaria mostrou que em dez doentes ocorreu oclusao efi-
caz e permanente das fistulas, enquanto que dois doentes
mantiveram fluxo residual minimo, por pequenos vasos aces-
sorios, sem repercussao hemodinamica.

Figura 4 Fistula coronaria de grandes dimensdes com origem
na coronaria direita e drenagem na auricula direita.

Figura 5
coronaria.

Formacao de lagada arteriovenosa através da fistula

Discussao

0 encerramento percutaneo de fistulas coronarias € um dos
procedimentos percutaneos de intervencdo mais comple-
xos, tendo como potenciais riscos a embolizacao de ramos
normais das coronarias, a migracdo de dispositivos para as
cavidades cardiacas ou grandes vasos e a lesao da propria
fistula com ruptura. Uma avaliacao cuidadosa das caracte-
risticas morfologicas e do trajecto da fistula é necessario
para decidir o local mais correcto para a embolizacao e o

Figura 6 Apos realizada a lacada arteriovenosa através da
fistula, o encerramento é feito por via venosa, implantando o
dispositivo na auricula direita.
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Figura 7 A injeccao final apés encerramento da fistula com
dispositivo Amplatzer® Duct Occluder na auricula direita mostra
que nao ha fluxo residual.

dispositivo mais adequado a utilizar. Actualmente, a tomo-
gafia computorizada com angiografia dirigida as coronarias
tem a capacidade de delinear com precisao o trajecto e
as comunicacoes das fistulas coronarias, podendo ser um
instrumento muito Util na avaliacdo diagnostica e no pla-
neamento da melhor estratégia para o encerramento da
mesmas® 10,

A abordagem classica da fistula coronaria é o encerra-
mento cirlrgico. Em 1997, Mavroudis et al apresentou uma
analise sobre resultados cir(rgicos de encerramento de fis-
tulas coronarias em 17 doentes com idades compreendidas
entre as seis semanas e os 16,5 anos (idade média 5,5 anos) e
tratados entre 1968 e 1996, concluindo que o encerramento
cirdrgico de fistulas coronarias foi 100% eficaz e sem mor-
talidade naquela série, pelo que deve ser o tratamento de
eleicdo nestas situacdes, devendo o encerramento percu-
taneo ficar reservado para apenas uma pequena populacao
seleccionada''. Contudo, ja em 1991, tinha sido descrito
0 encerramento percutdneo de sete fistulas coronarias em
doentes com idades compreendidas entre os dois e os 67
anos (idade média de 17 anos), que decorreu com sucesso em
seis das sete fistulas encerradas e sem complicacdes durante
um tempo de seguimento de quatro meses a quatro anos'2.
Neste artigo, os autores chamam a atencao para a vanta-
gem do encerramento percutaneo com a possibilidade de se
evidenciarem fistulas adicionais apos o encerramento da(s)
fistula(s) de maiores dimensdes apenas visivel(is) no encer-
ramento percutaneo. Apesar de tecnicamente mais dificil,
fistulas de grandes dimensoes a drenarem para a auricula
direita ou para o ventriculo direito podem ser encerradas por
via venosa com dispositivos como Amplatzer® Duct Occluder
ou plugs, com monitorizacao do posicionamento adequado
do dispositivo através de injeccoes selectivas retrégradas na

artéria coronaria, como descrito em 2000 por Pedra et al® e
realizado no nosso caso 9 (Fig. 1 a 4).

Armsby et al. descrevem o encerramento percutaneo de
35 fistulas em doentes com idades compreendidas entre
oito meses e 68 anos (média oito anos) e follow-up de 2,8
anos; o encerramento foi possivel em apenas 33 casos (85%)
e foi eficaz em 27 casos (82%), nao tendo havido morta-
lidade. Este estudo mostra resultados semelhantes aos do
encerramento cirurgico de fistulas coronarias, em relacao a
eficicia, morbilidade e mortalidade’. Numa segunda série
apresentada também em 2002, Alekyan et al. descreveram
o encerramento percutaneo de 15 fistulas coronarias em
doentes com idades compreendidas entre 11 meses e 44
anos (média de sete anos) e follow-up entre seis meses a
13 anos; o encerramento foi eficaz em 13 doentes e houve
um 6bito numa crianca de quatro anos de idade por insufi-
ciéncia renal ap6s trombose da artéria femoral'3. Em 2007,
Collins et al. descreveram o encerramento percutaneo de
14 fistulas em doentes adultos, com um follow-up de 2,6
anos e que foi eficaz em 11 doentes, sem que se tenha
verificado mortalidade'. Os autores concluem tratar-se de
um procedimento seguro e eficaz no tratamento de fistu-
las sintomaticas em adultos'. Merece referéncia especial
a complicacdo mais importante ocorrida na nossa série:
enfarte do ventriculo direito. Neste doente, uma corona-
ria direita proximal muito dilatada, com cerca de 1cm de
didmetro, continuava-se por uma fistula de grandes dimen-
soes. Ap6s a emergéncia da fistula, a coronaria distal era
extremamente reduzida. Depois da embolizacao, o fluxo na
coronaria direita proximal passou a ser extremamente lento.
O fluxo lento numa artéria de dimensées muito aumenta-
das pode ser um factor de risco, com progressao proximal
de trombos a partir da fistula embolizada, pelo que estes
doentes devem ser anticoagulados de forma eficaz.

Mais recentemente, dois casos de fistulas coronarias
encerradas por via anterograda com dispositivos Amplatzer®
Vascular Plug em criancas com um ano e quatro anos de
vida, com follow-ups respectivamente de 12 e 18 meses,
foram descritos com sucesso e sem mortalidade’. Final-
mente, em 2010, Bruckheimer et al. descreveram uma série
de 10 doentes com idades compreendidas entre 0,5 a 52,2
anos (média 2,6 anos) e follow-up médio de 1,7 anos; todas
as fistulas eram de grande dimensdes e foram encerradas
com dispositivos Amplatzer® Duct Occluder e Vascular Plug,
com sucesso em nove dos 10 doentes, sem mortalidade e sem
complicacdes significativas'® Contudo, apesar destes estu-
dos, ndo existe ainda um estudo multicéntrico sobre esta
modalidade terapéutica.

Em conclusao, apesar da complexidade desta modalidade
terapéutica e da raridade da patologia, as embolizacdes
terapéuticas representam uma forma eficaz de abordagem
de fistulas coronarias seleccionadas em centros especializa-
dos.

Em Portugal, a nossa €& a primeira série descrita
sobre encerramento percutaneo de fistulas coronarias
hemodinamicamente significativas, incluindo fistulas de
grandes dimensoes, uma delas encerradas com dispositivo
Amplatzer® Duct Occluder, e sete fistulas coronarias encer-
radas em idade pediatrica (com idades compreendidas entre
um ano e 14 anos). Nao houve mortalidade e nao ocorreram
complicacoes significativas, excepto enfarte num doente
com uma fistula de grandes dimensdes e artéria coronaria
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muito pequena distalmente a fistula. Globalmente, o encer-
ramento percutaneo de fistulas coronarias mostrou ser um
procedimento seguro e eficaz em doentes seleccionados,
mesmo em idade pediatrica.
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