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Los angiomas son tumores vasculares benignos que se divi-
den histopatolégicamente en hemangiomas y linfangiomas y
que pueden encontrarse afectando miiltiples érganos de la
economia. Resulta excepcional la existencia de angiomas mix-
tos, denominados hemolinfangiomas o hemangiolinfangio-
mas. Presentamos el caso de un varén de 52 afios afecto de un
hemangiolinfangioma subpleural, neoplasia sumamente infre-
cuente, haciendo especial mencién de sus aspectos clinico,
radiolégico y evolutivo tras cinco aifios de seguimiento. Dada
la rareza de un tumor de estas caracteristicas, creemos intere-
sante comunicar nuestro caso.
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Subpleural hemangiolymphangioma:
a case report

Angiomas are benign vascular tumors which according to
their histopathologic characteristics are divided into heman-
giomas and lymphangiomas. They can be found in multiple
organs. Mixed tumors called hemolymphangiomas or heman-
giolymphangiomas are very rare. We present the case of a 52
years old male patient with subpleural hemangiolymphangio-
ma (an extremely infrequent neoplasm). We discuss the clini-
cal, radiologic, and evolutive aspects during a 5 years follow-
up period. In view of the rarety of this tumor we consider that
the report of this case may be of some interest.

Introduccién

Los tumores benignos derivados de estructuras vas-
culares se denominan genéricamente angiomas. Estos
se dividen en hemangiomas y linfangiomas, segin se
originen de vasos sanguineos o vasos linfaticos, res-
pectivamente. Excepcionalmente, el tumor viene defi-
nido en su histopatologia por la existencia de transfor-
macioén neopldsica simultinea de ambos tipos de
vasos y en este caso se designa hemolinfangioma o
hemangiolinfangioma', tratdindose de una lesién muy
poco comun,; tal es asi, que frecuentemente no aparece
en los textos de anatomia patolégica o merece simple-
mente un breve comentario. En cuanto a la naturaleza
de los angiomas, permanece aun sin aclarar si se tra-
ta de auténticos tumores o sencillamente de anoma-
lias congénitas de tipo hamartomatoso?.

Por otra parte, las neoplasias benignas del pulmoén
constituyen en conjunto menos del 5 % de los tumores
broncopulmonares primarios, siendo en un 90 % de
los casos adenomas bronquiales o hamartomas y el
resto, incluidos los tumores derivados de estructuras
vasculares, neoplasias muy raras?.

Presentamos el caso de un varén de 52 afios, afecto
de un tumor vascular benigno de naturaleza mixta y
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localizacidn subpleural, haciendo especial mencion de
los aspectos clinico y radiolégico de la enfermedad,
asi como de la evolucién observada tras cinco afios de
seguimiento. Se hace igualmente revision de la litera-
tura al respecto.

Caso clinico

Varén de 52 afios, afecto de bronquitis crénica (fumador
de 30-40 cigarrillos/dia) y bebedor moderado, con historia
de episodios ocasionales de tos y expectoracion hemoptoica
en los 3-4 afios previos y sin otros antecedentes personales
de interés, que ingresa por mayor intensidad y duracién del
ultimo episodio (hemoptisis franca de unos 50 cc), no acom-
pafiado de fiebre ni dolor toracico. Tanto la exploracién
fisica como la analitica general fueron normales. La radio-
grafia de torax evidencié una imagen condensativa situada
en zona anatomica correspondiente al 1ébulo medio del
pulmoén derecho (fig. 1).

La baciloscopia de esputo bronquial realizada en tres oca-
siones fue negativa y numerosas citologias de esputo fueron
informadas como de cardcter inflamatorio, con presencia de
hematies e histiocitos con hemosiderina. El test de Mantoux
fue negativo. La broncoscopia mostré inflamacién bronquial
cronica y las citologias obtenidas por cepillado y aspirado
fueron asimismo negativas para células neopldsicas. En la
TAC tordcica se aprecié un proceso infiltrativo alveolar que
afectaba al segmento lateral del 16bulo medio y una masa
parahiliar polilobulada (fig. 2). Tanto la gammagrafia dsea
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Fig. 1. Radiografia de torax en proyecciéon posteroanterior. Se aprecia
imagen condensativa situada en zona bmica correspondiente al Iébul

Fig. 2. TAC de térax. Muestra un proceso infiltrativo alveolar que afecta al
to lateral del lobulo medio, asi como una masa parahiliar polilobu-

medio del pulmén derecho.

Fig. 3. Biopsia pulmonar de lébulos medio y superior derechos. A) Detalle
de la lesion constituida por cavidades de diverso tamaiio y de localizacion
subpleural (HE X 100). B) Obsérvese a mayor aproximacién que se trata
de estructuras vasculares de paredes delgadas; se advierten en los espacios
intersticiales acimulos de células linfocitarias (HE X 200).

como hepatica fueron normales. En cuanto al estudio de la
funcidn respiratoria, la espirometria fue compatible con un
patron obstructivo moderado, con escasa respuesta bronco-
dilatadora tras la administracion de salbutamol inhalado. Se
practicé toracotomia exploradora posterolateral derecha,
observandose engrosamiento de la pleura visceral con adhe-
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1ada.

rencias a pleura parietal, junto con dreas blanquecinas sub-
pleurales mds consistentes que el resto del parénquima a ese
nivel, no se palpaba tumoracién y el hilio pulmonar se
encontraba libre de adenopatias, si bien existia antracosis
pulmonar macroscépica. La biopsia pulmonar de lébulos
medio y superior derechos mostro la presencia de numerosas
estructuras vasculares de luces amplias y morfologia tortuo-
sa, conteniendo unas abundantes hematies y estando otras
vacias; entre las estructuras vasculares existian acumulos
ocasionales de elementos de estirpe linfocitaria que se cons-
tituian a modo de foliculos (fig. 3). El tejido pulmonar
adyacente presentaba tabiques alveolares engrosados a ex-
pensas de tejido fibroconectivo, revestidos de epitelio alveo-
lar cubico en algunas zonas; llamaba la atencion la gran
cantidad de elementos histiocitarios cargados de pigmento
hemosiderinico que ocupaban las luces alveolares, mezcla-
dos con hematies. La biopsia pleural, por su parte, evidencié
la existencia de una pleura marcadamente engrosada a ex-
pensas de una fibrosis importante, en gran parte hialinizada,
junto con la presencia de numerosas estructuras vasculares
de pequeno calibre y un infiltrado difuso de predominio lin-
focitario.

Con el diagnéstico histoldgico de hemangiolinfangioma
subpleural de 16bulos medio y superior derechos, no se tomé
ninguna medida terapéutica especifica y se decidio seguir al -
paciente de forma ambulatoria, haciendo controles periddi-
cos. Tras cinco aios de seguimiento regular, el enfermo
continua presentando ocasionalmente esputos hemoptoicos
y similares hallazgos radiolégicos (fig. 4).

Discusién

Los tumores vasculares benignos pueden desarro-
llarse en cualquier territorio del organismo que posea
vasos, vy si bien es verdad que predominan en piel,
mucosas y ciertos organos internos, fundamentalmen-
te higado, es posible encontrarlos en localizaciones
histologicamente tan dispares como el cerebro, glan-
dulas suprarrenales, eséfago, nédulos linfdaticos, tes-
ticulos, trdquea, tiroides, mesenterio, Orbita ocular,
etc., bien como hemangiomas o como linfangiomas.
La afectacion esquelética por neoplasias benignas de
naturaleza vascular suele ser parte de un cuadro mads
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Fig. 4. Radiografia de térax en proyeccion posteroanterior, practicada cinco
afios después. Obsérvese que la lesién no ha aumentado de tamafio y que
existe incluso cierto grado de regresion.

generalizado, con participaciéon de numerosos orga-
nos, incluido el pulmdn, que recibe el nombre de
hemangiomatosis o linfangiomatosis sistémica, segin
el tipo de lesién predominantet. Por otra parte, la
denominada hemangiomatosis pulmonar’’, es una en-
fermedad infrecuente caracterizada por una prolifera-
cién microvascular difusa en el pulmon, que afecta
mds a menudo a nifos y adultos jovenes, y que gene-
ralmente progresa de forma rapida causando la muer-
te por hipertensién pulmonar o hemorragia. Sin em-
bargo, y teniendo en cuenta todo lo anteriormente
citado, no hemos encontrado en la literatura revisada
ningun caso previo de angioma mixto (hemangiolin-
fangioma) de localizacion subpleural, como el que
presentamos. Sabemos por otro lado que, pudiendo
diagnosticarse en la edad adulta, la aparicién de an-
giomas es mas frecuente en las primeras décadas de la
vida. En este sentido, llama la atencion en nuestro
paciente el hecho de que en radiografias realizadas
siete afios antes no existiera ninguna evidencia de
enfermedad; ello tal vez apunte a un origen neopldsico
propiamente dicho del proceso, mas que malformati-
vo congénito. El diagndstico diferencial debe plan-
tearse con cualquier otro desorden neoproliferativo
benigno o maligno que afecte al pulmén, si bien la
pobre sintomatologia en discordancia con la aparato-
sidad radioldgica de la lesidn, hace pensar mds en un
proceso benigno. Asi, debemos hacerlo con el tumor
bronquiolo-alveolar intravascular (también denomi-
nado tumor angiogénico esclerosante), neoplasia pul-
monar de origen endotelial detectada generalmente de
forma incidental, que en la mitad de los casos lleva a
la muerte por insuficiencia respiratoria progresiva; sin
embargo, afecta mas frecuentemente a mujeres (80 %
de casos) y se suele manifestar radiolégicamente como
multiples ndédulos pulmonares de pequeio tamaiio y
crecimiento lento® 'Y, También debemos pensar en un
hamartoma pulmonar, cuyo pico de incidencia se si-
tua en la sexta década, pero suele tratarse de masas
pulmonares solitarias, periféricas y bien circunscritas,
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menores de 4 cm de didmetro (coin lesions) y general-
mente asintomaticas'!"!3, Sin embargo, el diagnostico
diferencial debe establecerse sobre todo con el deno-
minado hemangioma esclerosante del pulmén'+ 13, tu-
mor benigno y generalmente solitario, que suele apa-
recer entre los 30 y 70 afios y que puede cursar
también con hemoptisis de repeticion, si bien afecta
mds frecuentemente al sexo femenino en relacidon
5:1's, En cualquier caso, unicamente la biopsia pul-
monar puede darnos el diagndstico exacto.

En cuanto al tratamiento, conocida la naturaleza
benigna de la neoplasia, dependera de la intensidad de
la sintomatologia (volumen y frecuencia de los episo-
dios hemoptoicos, grado de afectacion de la funcidn
respiratoria, mayor o menor complacencia del pacien-
te respecto de su enfermedad, etc). En nuestro caso se
opto por la abstencion terapéutica, siguiendo estre-
chamente al paciente de forma ambulatoria. La evolu-
cidn pasados cinco afnos ha sido francamente positiva,
observandose incluso cierta regresidon radioldgica de
la masa tumoral y no presentando ¢l enfermo mayores
problemas clinicos.
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