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Varon de 75 afios con antecedentes de asma bronquial y enfermedad pulmonar intersticial
difusa (EPID) diagnosticado hace 6 afios, zapatero por 40 afios sin uso de equipo de protec-
cién. Referido de centro hospitalario de baja complejidad por insuficiencia respiratoria y
EPID infectado.

Se evidencia en tomografia de térax compromiso intersticial bibasal incipiente y engrosa-
miento traqueal difuso hasta bifurcacién bronquial con algunas zonas de calcificacién.

La espirometria a circuito abierto, muestra meseta luego de flujo pico sin respuesta a bron-
codilatacién, compatible con obstruccidn fija de la via aérea. En videobroncofibroscopia se
observan multiples nédulos de aspecto nacarado desde subglotis, toda la traquea, hasta la
entrada del bronquio principal derecho que obliteraba de manera parcial la luz de la via res-
piratoria. Se plantea diagnostico inicial papilomatosis traqueal.

La biopsia de mucosa traqueal fue consistente con traqueobroncopatia osteoplastica. Es
dado de alta en buenas condiciones y actualmente continua sus controles por consulta ex-
terna a la espera de alguna alternativa terapéutica.

Palabras claves: papilomatosis traqueal, calcificacién traqueal, traqueobroncopatia osteoplastica

Introducciéon
La traqueobroncopatia osteoplastica (TO) es una enfermedad benigna, poco frecuente, se han reportado
hasta ahora alrededor de 300 casos en el mundo, caracterizada por la formaciéon de nédulos de color blanco o
blanco amarillentos de tejido 6seo y cartilaginoso en la submucosa de la traquea y ocasionalmente de los bron-
quios principales, respetando siempre la pared membranosa posterior. La incidencia real no se conoce ya que
a menudo es asintomatica o los sintomas son inespecificos, desde tos intermitente, infecciones traqueobron-
quiales recurrentes, hasta hemoptisis. Constituye habitualmente un hallazgo en los estudios de imagenes o en-
doscdpicos que se realizan por otras patologias, o en autopsias.

El presente caso de un paciente con diagnéstico final de TO, que ilustra sobre su presentacion asociada a in-
feccion recurrente del arbol bronquial con inadecuada respuesta a antibioticoterapia y las caracteristicas espi-
romeétricas, mostrando una gréfica tipica de obstruccién fija de la via aérea superior, broncoscépicas con lesio-
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nes intraluminales desde la trdquea que no afectan
su pared posterior, imagenoldgicas evidenciandose
alteraciones de la pared traqueal con densidad calci-
ca e histolégicas caracterizandose por componentes
submucosas calcificados.

Al ser una patologia poco comun es de impor-
tancia tenerla presente al realizar el diagnéstico di-
ferencial del engrosamiento traqueobronquial con
nodulos difusos incluyendo ademas: amiloidosis,
sarcoidosis endobronquial, papilomatosis escamo-
sa, policondritis recidivante y calcinosis traqueobron-
quial.

Caso Clinico
Paciente varén de 75 afos, casado, natural de Apuri-
mac, procedente de Comas.

Antecedentes patologicos: diagndstico recien-
te de asma bronquial (hace 6 afios), hipotiroidismo,
prostactemizado en 2006, trabajé como zapatero du-
rante 40 afios sin equipo de proteccion personal. Nie-
ga habitos nocivos.

Tiempo de enfermedad 30 dias, caracterizado por
astenia, disnea progresiva, y fiebre, por lo que es a
centro hospitalario, donde se evidencia taquipnea,
uso de musculatura accesoria, tratdandose como sin-
drome de dificultad respiratoria por probable infec-
cién respiratoria, siendo necesario administracién de
oxigeno, ademas de inicio terapia antimicrobiana con
ceftriaxona 2 g e.v. cada 24 horas por probable neu-
monia adquirida en la comunidad. Tras 7 dias de tra-
tamiento antibiotico y persistencia del requerimiento

de oxigeno y no mejoria, se decide cambio de anti-
bidtico a imipenem 500 mg cada 6 horas mas clinda-
micina 600 mg cada 8 horas e hidrocortisona 100 mg
cada 8 horas por casi 14 dias, y ante inadecuada res-
puesta al tratamiento instaurado se decide referir a
centro de mayor complejidad.

Examenes auxiliares: BK en esputo (x2) negativo,
BK en aspirado bronquial negativo, cultivo de gérme-
nes comunes y hongos en aspirado bronquial nega-
tivo. ANA negativo, ANCAS negativo, ELISA para VIH
negativo.

Tomografia computarizada (TC) de térax con con-
traste: en donde se evidencia (figura 1). Engrosamien-
to difuso de la traquea que se extiende desde el seg-
mento cervical hacia bifurcacién traqueobronquial
con pérdida de la integridad del cartilago ademas
engrosamiento intersticial de aspecto residual basal
posterior bilateral, consolidacién incipiente en seg-
mento apical del I6bulo inferior bilateral a predomi-
nio derecho.

Diagnéstico presuntivo: engrosamiento tra-
qgueobronquial de etiologia a determinar.

Ampliacién de anamnesis: tos crénica intermiten-
te a predominio nocturno, asociado a la aparicion de
edema leve de miembros inferior que aumenta con el
transcurrir del dia. Ecocardiograma (17/03/2016): hi-
pertrofia excéntrica leve del ventriculo izquierdo con
funcién sistélica conservada (FEVI: 57%). Insuficien-
cia valvular adrtica moderada. Insuficiencia valvular
mitral leve.

AGA 18/03/16, TA 37°C, FiO, 21%, pH: 7,44, PCO,:
38,5 mm Hg, PO,: 75 mm Hg, SO,: 94%, HCO,: 27,9

Figura 1.
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Figura 2.

mmol/L, Lactato 0,8 mmol/L. Pa/Fi: 357 PO, (A-a):.
25)9.

Espirometria: se evidencia aplanamiento de la
curva espiratoria luego del flujo pico. Congruente con
Obstruccion fija de via aérea superior.

Videobroncofibroscopia (figura 2): presencia de
multiples nddulos firmes de aspecto nacarado desde
subglotis, toda la traquea, hasta la entrada del bron-
quio principal derecho, con distribucién a lo largo de
los anillos cartilaginosos que obliteran de manera
parcial (60%) la luz de la traquea, que respeta pared
posterior. Se toman biopsias con sangrado minimo,
se lavay aspira.

Diagnéstico broncoscépico: probable papiloma-
tosis traqueal.

Informe anatomopatolégico

En secciones estudiadas se observa mucosa sin ati-
piay con focos de metaplasia escamosa; en la [amina
propia infiltrado inflamatorio linfoplasmocitario y en
la submucosa tejido éseo calcificado y tejido adiposo.

Figura 3.

Hallazgos histologicos son consistentes con tra-
gueobroncopatia osteoplastica, correlacionar con la
clinica e imagenes. Figura 3.

Diagnéstico final: traqueobroncopatia osteo-
plastica.

El paciente es dado de alta en buenas condiciones
y sin necesidad de oxigeno, luego de completar trata-
miento antibidtico, para un manejo y control ambula-
torio, en espera de una intervencion terapéutica pa-
ra lesiones endobronquiales.

Discusion

La traqueobroncopatia osteoplastica (TO) fue des-
crita por primera vez en 1855 por Rokitansky, desde
ahi se han comunicado alrededor de 300 casos. La
etiologia, patologia e historia natural no es clara. As-
choff lo atribuyé a una metaplasia del tejido conec
tivo sub epitelial, que podria involucrar tanto calcifi-
cacion como osificacion.” Smitd et al. indicaron que
células embriénicas pluripotenciales indiferenciadas
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podrian diferenciarse a osteocitos y condrocitos, in-
cluso en la médula ésea bajo estimulacién quimica
u hormonal. Tajima et al. encontraron que la protei-
na 2 morfogenética ésea (BMP - 2) cooperaba con el
factor de crecimiento transformante B1 (TGF - B1) y
promovian la formacién de focos calcicos.”? Se han
formulado otras hipoétesi, entre ellas la exostosis del
anillo cartilaginoso, factores metabdlicos o inflama-
torios locales e infecciones o irritacion quimica. No
hay relacion directa con el metabolismo del calcio o
el fosforo.

La enfermedad es usualmente identificada en
adultos mayores de 50 afios, sin embargo también ha
sido descrita en nifios. No hay predominancia en el
sexo y no hay una asociacion clara al tabaco. Pacien-
tes con TO son usualmente asintomaticos, aunque
han sido reportados: tos (90%), disnea (35,5%), estri-
dor (5,8%), hemoptisis (44,6%) e infecciones respira-
torias recurrentes; en casos excepcionales es descu-
bierto durante una intubacién dificil. La presentacion
de TO como una insuficiencia respiratoria no es co-
mun.

La radiografia de torax es usualmente normal,
aunque se puede ver un engrosamiento e irregulari-
dad de la traquea o colapso lobar en algunos casos.

La tomografia es una modalidad de diagndstico
importante en el TO, puede revelar multiples nédulos
submucosos, irregularidades como calcificaciones,
sin compromiso de la pared posterior de la traquea.
Es también importante para detectar complicaciones
como colapso lobar y bronquiectasias obstructivas.

Las caracteristicas endoscopicas son tipicas y pa-
tognomonicas. Afecta mas frecuentemente la parte
mediay distal de la traquea, asi como bronquios prin-
cipales y mucho menos frecuente la laringe y bron-
quios segmentarios. Se ve como multiples nédulos
murales localizados selectivamente entre la pared
anterior y lateral de la traquea. Calcificaciones pun-
teadas pueden verse entre estos nédulos, pero su
ausencia no excluye el diagnostico.

TO se combina usualmente con otros desorde-
nes. Jabbardarjani et al.® revisaron 10 casos que se
acompafiaron de tuberculosis, rinitis atréfica y antra-
cosilicosis. Otros investigadores han encontrado TO
asociado a silicosis, cancer de pulmén y linfoma no
Hodking. Asma, rinitis atréfica y acromegalia tiene re-
lacion explicita con TO y amiloidosis, policondritis re-
cidivante y traqueobroncomalacia.

El diagnéstico diferencial del engrosamiento tra-
qgueobronquial con ndédulos difusos incluye ami-
loidosis, sarcoidosis endobronquial, papilomatosis

escamosa, policondritis recidivante y calcinosis tra-
queobronquial.

La biopsia de estas areas cartilaginosas u 6seas
es particularmente dificil; el examen histolégico de
los nédulos es no especifico, usualmente revela com-
binaciones variadas de tejido cartilaginoso, 6seo y
hematopoyético, entre una matriz proteica calcifica-
da que protuye dentro de la luz bronquial. La muco-
sa suprayacente es usualmente el sitio de metapla-
Sia escamosa.

El tratamiento del TO es sintomatico, incluye anti-
bidticos para complicaciones infecciosas y tratamien-
to endoscopico en caso de estenosis traqueobron-
quial. Yttrium - Aluminium - Garnet - Laser ha sido
usado, pero no muestra respuesta favorable. Se ha
comunicado la reseccién segmentaria de la traquea y
colocacién de stent traqueales.®

Este caso presentd un diagnostico previo de “as-
ma"” de probable inicio tardio, fenotipo limitacién fi-
ja de flujo aéreo, lo cual fue descartado por la espiro-
metria, lo que hizo presumir que esto fue la primera
manifestaciéon de la TO, como disnea y estridor. En
esta oportunidad present6 una infeccién respirato-
ria con mala respuesta a antibiéticos, tributaria de
videobroncoscopia, lo cual plantea la necesidad de
busqueda de diagndsticos diferenciales como TO.

Conclusiones

Este caso ilustra bien las caracteristicas clinicas, ima-
genolégicas, broncoscépicas e histologicas de la tra-
gueobroncopatia osteoplastica (TO), junto a las al-
teraciones funcionales (espirometria) y su curso
lentamente progresivo, el cual llevarad en algdn mo-
mento a la aparicion de sintomas respiratorios que
no remiten con el tratamiento convencional, por lo
que la presencia de ellos, especialmente la tos cré-
nica, obliga a descartarla y a buscar las condiciones
asociadas como lo son la silicosis, el cancer de pul-
mony el linfoma no Hodking.
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