NOTAS CLINICAS

TUMOR INTRAVASCULAR
BRONQUIOLOALVEOLAR
Y MYCOBACTERIOSIS ATIPICA

C. MARTIN SERRANO, J.M. ARRIERO MARIN, F. RODRIGUEZ DE CASTRO,

R. VIDAL LOURES y L. FOGUE

Servicios de Neumologia y Anatomia Patolégica.
Centro Especial Ramon y Cajal. Madrid.

Presentamos el caso de un varon de mediana edad que
fue diagnosticado de IVBAT (tumor intravascular bron-
quioloalveolar) tras el estudio anatomopatologico de una
biopsia pulmonar obtenida por toracotomia. Esta rara
entidad presenta unas caracteristicas histologicas tipicas.
En el analisis morfologico de tejido pulmonar se de-
mostro la presencia de mycobacterium avium intracellu-
lare (MAI).
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Intravascular bronchioloalveolar tumour
and atypical mycobacteriosis

Intravascular bronchioloalveolar tumour (IVBAT) is an
infrecuently found entity with characteristic histological
features. IVBAT was disclosed through pulmonary
biopsy obtained from thoracotomy. Morphological
analysis of lung tissue demonstrated the presence of
intracellular mycobacterium avium.

Introduccion

El IVBAT (tumor intravascular bronquioloal-
veolar) es una neoplasia muy poco frecuente,
descrita con este nombre por primera vez en 1975
por Dail y Liebow'. Su origen celular no esta claro,
aunque en recientes publicaciones se sefiala como
precursora a la célula endotelial>*. Presentamos un
caso en el que, ademas de los hallazgos anatomo-
patologicos tipicos de IVBAT, se demuestra infec-
cién asociada por mycobacterium avium-intra-
cellulare.

Observacion clinica

Enfermo de 47 afios que fue visto por primera vez en nuestro
hospital en mayo de 1983. Fumaba 40 cigarrillos/dia, trabajaba
en una gasolinera y habia sido bebedor hasta que cinco afios an-

“tes fue gastrectomizado por un ulcus. Mes y medio antes del
ingreso, encontrandose previamente bien, comienza a notar ma-
lestar general, astenia, anorexia, cefalea frontal, tos no produc-
tiva y fiebre de hasta 40° C. Por este cuadro ingresa en un hos-
pital donde una placa de térax revelaba la existencia de infiltra-
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dos alveolares bilaterales de localizaciéon periférica. En la
citologia de esputo se vieron células atipicas que, junto a los
hallazgos radiologicos, hicieron sospechar el diagnéstico de car-
cinoma bronquioloalveolar. El paciente nos fue remitido para
evaluacion.

En la exploracion fisica los Ginicos hallazgos patolégicos eran
fiebre de 38° C y crepitantes en campos pulmonares medios.

Su hemograma mostraba 16.700 leucocitos/mm3 con férmu-
la normal; Hb de 13,8 g %, Hto 42,8 % y VSG de 35 mm a la
primera hora. El estudio de coagulacion, analisis elemental de
orina y bioquimica sérica de rutina fueron normales. La reac-
cion de Mantoux con 5§ U PPD fue negativa. Las radiografias
PA y lateral de torax mostraban infiltrados alveolares bilatera-
les de localizacion periférica con predominio en campos medios
y superiores; no existian adenopatias hiliares ni mediastinicas
(fig. 1A).

Se realizaron hemocultivos, tincion de Ziehl-Neelsen en espu-
to y orina y serologia a S. tiphy, S. paratiphy, brucella, virus,
legiondlla y candida albicans con resultados negativos. Los estu-
dios inmunolégicos demostraron severa depresion en la inmuni-
dad celular (tests cutaneos negativos, y respuesta a mitogenos
muy disminuida con porcentaje de linfocitos T dentro de limites
normales); el FR, ANA y ANOE fueron negativos. La gasome-
tria arterial basal era pH 7,44; pCO; 43 mmHg; pO; 52 mmHg;
HCOs3 30,8 mEq/1 y EB 6,8. El estudio funcional respiratorio
evidencié una leve restriccion espirométrica, confirmada por
pletismografia; el test de difusion (DrcoSB) fue normal.

La fibrobroncoscopia reveld signos de inflamacién crénica
generalizada. El cultivo para hongos, las tinciones de Ziehl-
Neelsen y plata-metenamina y la inmunofluorescencia a le-
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Fig. 1A. Radiografia de torax al ingreso, demgstrando Ia existencia de
infiltrados alveolares bilaterales.

Fig. 1B. Radiografia de térax tras 5 meses de tratamiento.

gionella del material de BAS fueron negativos. En el lavado
broncoalveolar habia un aumento de la celularidad a expensas
de macrofagos y linfocitos; la IgG y, en menor cuantia, la IgA,
estaban elevadas. Las citologias de esputo, BAS y cepillado
carecian de alteraciones; la biopsia transbronquial era compa-
tible con infiltrado inflamatorio intersticial polimorfo y reac-
cion granulomatosa no necrotizante.

Ante la ausencia de un diagnostico de certeza, se practico una
toracotomia, biopsdndose una gran masa adherida a pleura pa-
rietal que se extendia desde el segmento 6 hasta el vértice pulmo-
nar izquierdo. La tincién de Ziehl-Neelsen del parénquima pul-
monar fue positiva, observandose dos formas bacilares y 27 co-
cobacilares, que se identificaron tras cultivo en medio de
Lowenstein como mycobacterium avium-intracellulare. 1a
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Fig. 2A. «Crecimiento micropolipoide» dentro de la luz alveolar (PAS,

X25).
Fig. 2B. Infiltracién de vasos (Orceina, X25).

cuiia de tejido presentaba un parénquima pulmonar intensa-
mente desestructurado, en el que llamaba la atencion el cre-
cimiento seudopolipoide que protuia hacia la luz alveolar
(fig. 2A), bronquiolar y ocasionalmente en vasos (fig. 2B). Las
células que lo formaban poseian un nucleo claro, bien definido,
escasa cromatina granular, 1 6 2 nucleolos de disposicion peri-
férica y practica ausencia de mitosis.

El crecimiento citado mostraba amplias zonas de necrosis y
areas de aspecto hialino y granulomatoso con evolucion hacia la
fibrosis, que comprimian el tejido pulmonar no afecto. La bus-
queda de factor VIII-RAG como marcador de elementos endo-
teliales fue negativa.

El enfermo fue tratado con seis drogas tuberculostaticas (iso-
niacida, etambutol, rifampicina, estreptomicina, cicloserina y
piracinamida) remitiendo todos los sintomas. En el momento
del alta, la pO; basal era 62 mmHg y los infiltrados pulmonares
habian disminuido. A los cinco meses de tratamiento el paciente
esta asintomatico y en la radiografia de torax la mejoria es evi-
dente (fig. 1B).

Discusion

El término IVBAT fue utilizado por primera vez
en el afio 1975 para describir una forma poco fre-
cuente de neoplasia pulmonar, en 20 enfermos re-
cogidos desde 1962 por Dail y Liebow!. Posterior-
mente, éstos y otros autores>’ han publicado algu-
nos casos mas, haciendo hincapié en el posible ori-
gen endotelial de la neoformacion.
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Los datos clinicos sobre este tumor son escasos y
poco significativos: el rango de edades es muy
amplio, predomina en mujeres, y los sintomas y
signos mas frecuentes son dolor toracico, tos seca
o escasamente productiva, malestar general, disnea
de esfuerzo y acropaquias; muchos de los enfermos
estan asintomaticos en el momento del diagnosti-
co. En la radiologia toracica, la mayoria de los ca-
sos publicados??5?, presentan nodulos pulmonares
multiples, bilaterales y diseminados con un dia-
metro de hasta 2 cm. No se han descrito contami-
nantes ambientales involucrados en la patogenia,
pese a que la naturaleza multicéntrica del tumor lo
sugiera. La inhalacion de vapores de gasolina, en
este caso, pudiera tener alguna relacion con la en-
fermedad.

Este es, que sepamos, el primer caso descrito de
asociacion entre IVBAT y mycobacteriosis pulmo-
nar. El mycobacterium avium-intracellulare en la
causa mas frecuente de enfermedad pulmonar por
mycobacterias atipicas, afectando generalmente,
como en este enfermo, a varones de mediana edad
con patologia pulmonar previa y/o inmunidad ce-
lular deprimida'®. Su radiografia de torax presenta
peculiaridades no descritas en ninguna de estas dos
entidades por separado.

Desde el punto de vista histolégico, el IVBAT
representa, por su escasa frecuencia, una curiosi-
dad de histogénesis controvertida. En algunos tra-
bajos se considera que esta lesiOn tiene un origen
epitelial»''; en otros, sin embargo, el origen del tu-
mor seria una célula mesenquimal primitiva con di-
ferenciacion miofibroblastica posterior, o bien ele-
mentos endoteliales??'2, Esta ultima hipotesis se
basa en la presencia de cuerpos de Weibel-Palade y
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en la positividad de un marcador especifico de cé-
lulas endoteliales, el factor VIII-RAG?3*. En
nuestro caso, como en otros®, no se ha detectado
este factor.
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