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ABSTRACT

The Twiddler syndrome and its variant, the Reel syndrome, are uncommon com-
plications in patients with an implantable cardioverter-defibrillator, but they can
cause severe device dysfunction. The identification of the predisposing factors and
the intervention on them, as well as the periodic monitoring of the operation by
means of telemetry and chest radiography, are useful in the prevention of these
syndromes. Here is described the case of a patient with Reel syndrome at the third
month after the implantation of a cardioverter-defibrillator, as a result of a sepsis in

the generator pocket.
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cion del dispositivo. Veltri et al’ informaron por pri-
mera vez la presencia de este sindrome en un pa-
ciente con cardiodesfibrilador automatico implanta-
ble (CDAI) en el afo 1984.

El sindrome de Reel es una variante del sindro-
me de 7widdler, en el cual la rotacién del generador
ocurre en su eje transversal, con enrollamiento
(reel) de los electrodos alrededor del dispositivo.
Carnero-Varo et al’ , en el anol1999, realizaron la pri-
mera descripcién en un paciente con marcapasos
unicameral. A continuacién, se describe el caso de
un paciente con sindrome de Ree/ al tercer mes de
la implantacién de un CDAL

CASO CLINICO

Paciente masculino, de 38
anos de edad, normopeso,
sin antecedentes patologicos
personales de interés y con
el diagnéstico de fibrilacién
ventricular primaria. Se le
implanté un CDAI VDD (Ifo-
ria 5 VR-T-Dx) por via de
acceso cefdlica izquierda. El
electrodo de fijacién activa n
(Protego DF-1-Pro MRI Dx
65/15) se ubicé en el dpex
del ventriculo derecho y se
fij6 a la fascia muscular pec-
toral con los correspondien- AL
tes anillos de fijacién. Las
medidas al implante fueron
las siguientes: umbral 0,7 V;
amplitud de la onda R 6,7

mV; amplitud de la onda P vi
2,2 mV; e impedancia 552 Q.
El generador se ubicé en un v2
bolsillo subcutdneo y no se
fij6 a la fascia muscular. Se V3
programé una frecuencia ba-
sica de estimulacién de 40 ve

latidos por minutos (Ipm) y
una ventana de fibrilacién
ventricular de 200 Ipm.

Al tercer mes del implan-
te el paciente acudi6 a la
primera consulta de segui-
miento y refirié molestias li-
geras en la zona del bolsillo,

L. . ambos canales.
pero sin signos de inflama-

cién aguda. El electrocardiograma (Figura 1) mos-
tré ritmo sinusal con una frecuencia cardiaca de 80
Ipm, fallo de captura del canal ventricular y de de-
tecciéon de ambos canales. Se realizé telemetria del
dispositivo, la cual demostr6 una impedancia del
electrodo ventricular de 560 Q y del electrodo de
desfibrilacion de 54 Q, ausencia de deteccion de las
ondas R y P, y fallo de captura ventricular. La radio-
grafia de térax anteroposterior (Figura 2) mostré
una retraccion del electrodo, con ubicacién del ex-
tremo distal a nivel de la vena innominada, enrolla-
do alrededor del generador, compatible con un sin-
drome de Reel. No se recogio en el paciente el ante-
cedente de una manipulacién excesiva del genera-
dor, ni de la realizacién de vicios posturales repeti-
tivos.

Al realizar la intervencién quiridrgica para reco-
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Figura 1. Electrocardiograma de 12 derivaciones. Ritmo sinusal, frecuencia cardiaca
de 80 latidos por minuto. Fallo de captura del canal ventricular y de deteccién de
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Figura 2. Radiografia de térax anteroposterior que muestra retraccion del electrodo,
con ubicacién de su extremo distal a nivel de la vena innominada, enrollado alrededor

del generador del CDAI.

locar el electrodo se observé una sepsis del bolsillo
con dehiscencia de los puntos de fijacién del elec-
trodo. Se extrajo totalmente el sistema infectado y
no se constaté fractura del electrodo. El paciente se
negd al reimplante de un nuevo sistema del lado
contralateral, por lo que se inici6é tratamiento con
sulfato de quinidina 200 mg cada 8 horas.

COMENTARIO

Los sindromes de Twiddlery Reel son poco frecuen-
tes en los pacientes portadores de sistemas de esti-
mulacién cardiaca. Se producen por mecanismos
diferentes, pero en comtin son causas de disfuncién
de los dispositivos. En la mayoria de los informes de
sindrome de KReel los electrodos estan desplazados,
pero sin danos, a diferencia del sindrome de 7widd-
ler, donde el mecanismo de rotacién produce fractu-

ras de los cables”. En este pa-
ciente se observé un despla-
zamiento del electrodo hasta
la vena innominada, con en-
rollamiento alrededor del ge-
nerador, pero sin fractura.
Los valores normales de las
impedancias de estimulacién
y de desfibrilacién demostra-
ron la integridad de la sonda.

Las formas de presenta-
cién de estos sindromes son
variables y su prevalencia es
de aproximadamente 0,07%’.
El desplazamiento o fractura
de los electrodos puede pro-
ducir fallo de deteccién, au-
mento de la impedancia o
del umbral de estimulacién,
con fallo de captura y esti-
mulacién frénica, braquial o
pectoral. En los portadores
de CDAI se pueden presentar
fallos en la deteccién por de-
fecto o exceso, asi como au-
mento del umbral de desfi-
brilacién con inefectividad
de la terapia“. El fallo de de-
tecciéon y de captura tuvo un
curso asintomatico en este
paciente no dependiente de
la estimulacién de marcapa-
sos. Tampoco se registraron
disfunciones de la terapia del CDAIL

La radiografia de térax confirma el diagnéstico al
demostrar la rotacion del generador dentro del bol-
sillo, el desplazamiento de los electrodos endocavi-
tarios y el enrollamiento de éstos alrededor del ge-
nerador’.

En algunos casos se ha podido demostrar una
manipulacién excesiva voluntaria o involuntaria del
generador por parte del paciente, pero en la inmen-
sa mayoria se desconoce la causa. Se han descrito
factores predisponentes para el desarrollo de estos
sindromes, como: el sexo femenino, la edad avanza-
da, la obesidad, las enfermedades neuro-psiquiatri-
cas, los vicios posturales repetitivos, los bolsillos
subcutaneos muy amplios, el peso y tamano del
generador, la ubicacién abdominal y el recambio del
dispositivo por otro de menor tamario™"’.

Se proponen algunas medidas en el momento del
implante para prevenir estos sindromes, tales como:
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fijar a la fascia muscular el generador y los electro-
dos con sus correspondientes anillos de fijacion,
ubicar el generador subpectoral, emplear una bolsa
de dacrén y limitar el tamano del bolsillo, aunque
esta Ultima medida puede favorecer la necrosis
aséptica.

La infeccién en el primoimplante del CDAI es in-
frecuente y oscila entre 0,4-5,0%, segtn las distintas
series''. Consideramos que la pérdida de los puntos
de fijacién del electrodo a consecuencia de la sepsis,
fue el factor predisponente para el desarrollo del
sindrome de Reelen este caso’ .

La identificacién temprana de los pacientes con
factores predisponentes y el seguimiento periédico
del funcionamiento y la ubicacién de los electrodos,
mediante telemetria y radiografia de térax, garanti-
zan un diagndstico precoz de estos sindromes y se
evitan complicaciones mayores por disfuncién de
los dispositivos.
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RESUMEN

El sindrome Twiddler y su variante el sindrome de Reel, son complicaciones poco
frecuentes en los pacientes portadores de un cardiodesfibrilador automatico im-
plantable; pero pueden provocar disfuncion severa del dispositivo. La identifica-
cion de los factores predisponentes y la intervencion sobre ellos, asi como el se-
guimiento periodico del funcionamiento mediante telemetria y radiografia de to-
rax, son ltiles en la prevencion de estos sindromes. Se describe el caso de un pa-
ciente con sindrome de Reel al tercer mes del implante de un cardiodesfibrilador,
como consecuencia de una sepsis del bolsillo del generador.

Palabras clave: Sindrome de Reel, Desfibrilador automadtico implantable, Eletro-
dos, Complicaciones
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tion of the generator on its axial axis with torsion of
the electrodes, which can reach its fracture or dis-
placement and, therefore, to cause the device’s dys-
function. Veltri et al’ reported for the first time the
presence of this syndrome in a patient with an im-
plantable cardioverter-defibrillator (ICD) in 1984.

The Reel syndrome is a variant of the Twiddler
syndrome, in which the generator's rotation occurs
in its transversal axis, with reel of the electrodes
around the device. Carnero-Varo et al’ made the
first description in a patient with a single-chamber
pacemaker, in 1999. Next, we describe the case of a
patient with Reel syndrome in the third month of an
ICD implantation.

CASE REPORT

A 38year-age male patient,
normal weight, without per-
sonal pathological history of
interest, and with the diag-
nosis of primary ventricular
fibrillation. An ICD VDD (Ifo-
ria 5 VR-T-Dx) was implanted
via left cephalic access. The
active fixation electrode (Pro-
tego DF-1-Pro MRI Dx 65/15) ]
was located at the apex of
the right wventricular and
fixed to the pectoralis mus-
cle fascia with the corre-
sponding fixing rings. The
measurements for the im-
plant were the following:
threshold 0.7 V; amplitude of
the R wave 6.7 mV; ampli- Vi
tude of the P wave 2.2 mV;
and impedance 552 Q. The
generator was located in a
subcutaneous pocket and no
attention was paid to the V3
muscle fascia. A basic pacing
rate of 40 beats per minute va
(bpm) and a window of ven-
tricular atrial fibrillation of
200 bpm were programmed.
At the third month of the
implant, the patient came to
the first follow-up and re-
ferred slight discomfort in
the pocket, but without signs

of acute inflammation. The electrocardiogram (Fig-
ure 1) showed sinus rhythm with a heart rate of 80
bpm, capture failure of the ventricular channel and
of detection of both channels. The device was ap-
plied telemetry, which demonstrated an impedance
of 560 Q of the ventricular electrode and the defib-
rillation electrode of 54 Q, absence of R and P
waves' detection, and ventricular capture failure.
The anteroposterior chest radiography (Figure 2)
showed a retraction of the electrode, with location of
the distal end at the level of the innominate vein,
reeled around the generator, compatible with a Reel
syndrome. There was neither antecedent in the pa-
tient of excessive manipulation of the generator, nor
of the performance of repetitive postural vices.
When performing the surgical procedure for re-
positioning the electrode, a pocket sepsis was ob-
served, with dehiscence of the electrode fixation
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Figure 1. 12-lead electrocardiogram. Sinus rhythm, heart rate of 80 bpm. Failure to
capture the ventricular channel and detection of both channels.
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Figure 2. Anteroposterior chest radiography showing retraction of the electrode,
with location of its distal end at the level of the innominate vein, reeled around the

ICD generator.

points. The infected system was totally removed and
no fracture of the electrode was found. The patient
refused the reimplantation of a new system on the
contralateral side, i.e., a treatment with quinidine
sulfate, 200 mg every 8 hours, was started.

COMMENT

The Twiddler and Reel syndromes are rare in pa-
tients who carry pacing cardiac systems. They take
place by different mechanisms, but are a common
cause of device dysfunction. In most Reel syndrome
reports, the electrodes are displaced, without dam-
age, unlike the Twiddler syndrome, where the rota-
tion mechanism produces fractures of the cables’. In
this patient was observed a displacement of the elec-
trode to the innominate vein, with reel around the
generator, but no fracture. The normal values of the

impedances' stimulation and
defibrillation = demonstrated
the integrity of the probe.

The forms of presentation
of these syndromes are vari-
able and their prevalence is
approximately 0.07%’. The
displacement or fracture of
the electrodes can cause de-
tection failure, increase of
the impedance or of the stim-
ulation threshold, with cap-
ture failure and phrenic, bra-
chial or pectoral stimulation.
In ICD carriers can be pre-
sented failures in the detec-
tion by defect or excess, as
well as the increase of the
defibrillation threshold with
ineffectiveness of the thera-
py6'7. The detection and cap-
ture failure had an asymp-
tomatic course in this pa-
tient, non-dependent on pac-
ing stimulation. No dysfunc-
tions of the ICD therapy were
registered either.

The chest radiography
confirms the diagnosis when
proving the generator rota-
tion within the pocket, the
displacement of the endo-
cardial electrodes and the
reel of them around the generators.

In some cases, it has been possible to demon-
strate excessive voluntary or involuntary manipula-
tion of the generator by the patient, but in the vast
majority, the cause is unknown. Nevertheless, there
have been described the predisposing factors for the
development of these syndromes, such as: female
sex, older age, obesity, neuro-psychiatric disorders,
repetitive postural vices, very large subcutaneous
pockets, weight and size of the generator, the ab-
dominal location and device replacement by anoth-
er one smaller”’.

Some measures are proposed at the time of the
implantation, in order to prevent these syndromes,
such as: fixing the generator to the muscle fascia and
the electrodes with their corresponding fixing rings,
locating the subpectoral generator, using a dacron
bag and limiting the size of the pocket, although the
latter measure may favor aseptic necrosis.
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An infection in the first ICD implantation is rare
and ranges from 0.4-5.0%, according to different se-
ries''. We consider that the loss of electrode fixing
points as a result of the sepsis was the predisposing
factor for the development of the Reel syndrome in
this specific case” .

The early identification of patients with predis-
posing factors and regularly monitoring the function-
ing and location of the electrodes, telemetry and
chest radiography, will guarantee an early diagnosis
of these syndromes, and major complications due to
device dysfunction are avoided.
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