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La localizacion endobronquial representa el 10 % de
la totalidad de los hamartomas pulmonares. Se presentan
tres nuevos casos haciendo hincapié en la clinica previa y
los hallazgos radiolégicos distintives. Finalmente se enu-
meran las diferentes teorias acerca de su formacion,
orientacion diagnostica y tratamiento.
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Endobronchial hamartoma. Three cases

Endobronchial localization is found in 10 % of pul-
monary hamartomas. Three cases are described; the cli-
nical course and radiographic findings for the entity are
described.

Different hypotheses dealing with formation of the tu-
mor, diagnosis and management are discussed.

Introduccion

Los hamartomas, segin la hipotesis de Albrecht!,
apoyada por Spencer?, son malformaciones consti-
tuidas por una mezcla anormal en cantidad y/o
disposicion de los distintos componentes tisulares
del 6rgano correspondiente, debidas a alteraciones
en su desarrollo embriogénico. En el caso del pul-
mon afectaria a las diferentes estructuras histologi-
cas de éste. Bateson® apunta una segunda hipoéte-
sis, seglin la cual se trataria de tumores del teji-
do conectivo de la pared bronquial. El resto de los
tejidos del mesénquima representarian distintas li-
neas de diferenciacion del mismo.

Aunque los hamartomas constituyen la mayor
parte de los tumores benignos*, la localizacidén en-
dobronquial no ocurre en mas de 10 %*. En esta
publicacién presentamos tres nuevos casos, CO-
mentando los aspectos mas destacados de cada uno
de ellos asi como las diferentes teorias sobre su for-
macion.

Observacion clinica

Caso 1: Varén de 59 afios de edad, no fumador, con antece-
dentes de procesos catarrales frecuentes, que acude por una his-
toria de nueve meses de evolucion consistente en disnea a mode-
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rados esfuerzos, tos irritativa y sibilancias ocasionales. En la
exploracion fisica s6lo destaca la practica abolicion del mur-
mullo vesicular en hemitérax izquierdo, sin apreciarse otros da-
tos significativos. La analitica rutinaria —hemograma, VSG y
parametros del autoanalizador SMAC— es igualmente anodi-
na. En la radiografia de térax en proyeccion postero-anterior y
lateral se aprecia atelectasia completa del l6bulo superior iz-
quierdo, con herniacion del pulmén contralateral. La explora-
cién funcional respiratoria evidencia un patrén obstructivo mo-
derado, no reversible tras inhalacion del broncodilatador.

Se practica una fibrobroncoscopia, visualizando una tumora-
cion redondeada vy sesil, de superficie lisa y dura, en bronquio
principal izquierdo, que ocluye la luz del bronquio del l6bulo
superior. La biopsia resulta insuficiente para llegar al diagnosti-
co en dos ocasiones repetidas.

Intervenido quirargicamente, precisa de lobectomia superior
izquierda, por la existencia de parénquima carnificado y bron-
coplastia por extension de la base de implantacion hasta el inicio
del bronquio del 16bulo inferior izquierdo. El aspecto microsco-
pico de la pieza puede observarse en la figura 1, que se describe
como neoformacion benigna constituida por tejido graso madu-
ro, tejido mixoide condroide y fibroconjuntivo tapizado por
epitelio pseudoestratificado respiratorio.

El postoperatario transcurre sin complicaciones, permane-
ciendo el paciente asintomatico durante el tiempo de observa-
cion ulterior, dieciocho meses.

Caso 2: Vardn de 76 afios de edad, fumador de cuarenta ci-
garrillos/dia, portador de diabetes mellitus del adulto, que acu-
de por presentar hemoptisis, fiebre elevada de una semana de
evolucion, dolor en costado izquierdo de caracteristicas pleu-
riticas y acentuacion progresiva de su disnea habitual. Dos afios
antes tuvo un cuadro similar. En la exploracion fisica se aprecia
semiologia de derrame pleural en hemitérax izquierdo. La
analitica rutinaria evidencia una leucocitosis con neutrofilia. En
la radiologia de térax se comprueba la existencia de condensa-
cion basal izquierda acompafada de derrame pleural masivo
que requiere toracocentesis, obteniéndose 3.000 ml de liquido
purulento en el que no se identifica germen causal.
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Fig. 1, Cason.° 1. Examen microscopico. Acamulo de tejido conjunti-
vo, tejido adiposo maduro y tejido cartilaginoso lobulado, situado bajo
un epitelio bronquial de caracteristicas normales (HE x 20).

Inicialmente se procede a ventilacidbn mecanica, por hallarse
en insuficiencia respiratoria global severa; con posterioridad se
realiza una broncoscopia con tubo rigido, que permite visuali-
zar una tumoracion que obstruye casi por completo la luz del
broncoscopio y extraccion con pinzas de biopsia. El examen
microscoOpico de la pieza se describe como un acimulo de tejido
condroide y graso tapizado por epitelio pseudoestratificado res-
piratorio.

El paciente ha evolucionado favorablemente tras la extirpa-
cion del tumor, siendo controlado posteriormente durante dos
afios sin presentar ninguna otra complicacion respiratoria.

Caso 3: Varon de 55 aiios, no fumador, que ingresa por
fiebre elevada, disnea progresiva al esfuerzo, dolor en costado
izquierdo y expectoracion hemoptoica. En la exploracion fisica
se aprecia a la auscultacion pulmonar disminucion del mur-
mullo vesicular, con abolicion de las vibraciones vocales en he-
mitorax izquierdo. En la analitica unicamente ligera leucocito-
sis. La radiologia de torax evidencia una masa parahilar izquier-
da con pérdida de volumen del lobulo superior, condensacion
basal y sospecha de adenopatias hiliares (fig. 2). La exploracion
funcional respiratoria objetiva un patrén obstructivo mode-
rado-severo.

Se realizan dos fibrobroncoscopias, comprobando una obs-
truccion a la entrada del bronquio siiperolingular; el resultado
de las biopsias no es concluyente. Se practica una gammagrafia
pulmonar que muestra una anulacion completa de la perfusion
en el pulmoén izquierdo; asimismo se realiza una hilioscopia que
confirma la existencia de un gran niimero de adenopatias hi-
liares. Ante estos hallazgos se decide practicar una neumonec-
tomia izquierda.

En la pieza anatémica se aprecia un nddulo en el bronquio
stipero-linguar, constituido por formacion grasa que engloba
mesénquima indiferenciado, cartilago, trabéculas 6seas, muscu-
lo liso y tejido hematopoyético.

El postoperatorio transcurre sin complicaciones y la explora-
cion funcional respiratoria realizada a los tres afios de la inter-
vencion muestra una ligera disminucion de los volumenes pul-
monares respecto a la exploracion preoperatoria.

Discusion

El hamartoma es el tumor benigno pulmonar
mas frecuente después del adenoma bronquial.
Ocurre con mayor frecuencia en el sexo masculino,
en razon de 3:1 y la mayor incidencia se describe
entre la 5.% y la 6.2 década de la vida*. Nuestros
tres casos eran varones y de edad superior a los
.50 afios.
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Fig. 2. Cason.° 3. Radiologia simple de torax que permite apreciar una
masa. parahiliar izquierda de contornos mal definidos, ensanchamiento
mediastinico y condensacion basal izquierda con elevacion diafragmatica
ipsilateral.

La primera descripcion de los hamartomas la
realizo Albrecht! en 1904. Los considerd trastor-
nos del desarrollo del tejido donde asientan. Poste-
riormente han surgido otras hipotesis. Asi, mien-
tras Spencer? acepta el concepto primitivo de Al-
brecht, otra teoria propuesta por Moller® en 1933,
considera a los hamartomas como tumores mixtos
con un doble origen: epitelial y mesenquimal. Con
posterioridad Bateson? en una serie de 50 hamarto-
mas en los que realizd estudios anatomopatologi-
cos exhaustivos, concluyd que estas lesiones son
auténticas neoplasias benignas derivadas del me-
sénquima y, concretamente, del tejido conectivo de
la pared bronquial. Otras teorias menos aceptadas
apuntan que los hamartomas son la consecuencia
de una respuesta inflamatoria.

El cartilago, que es el componente mas frecuente
en la mayoria de los casos, no se forma del
cartilago preexistente, sino a partir de un mesén-
quima mixoide que sufre diversas diferenciaciones
hacia tejido fibroso, grasa y cartilago®; en una eta-
pa posterior puede sufrir calcificaciones e incluso
osificacion.

Segin Bateson la localizacion endobronquial o
parenquimatosa del hamartoma no implicaria un
origen diferente, ya que ambos procederian del te-
jido conectivo, ya fuera de la pared bronquial o
bronquiolar.

La mayoria de los hamartomas, un 85-95 %?,
estan localizados en la periferia del pulmén, son de
bordes nitidos y, por ser asintomaticos, su hallazgo
suele ser casual’®. El diagnostico diferencial debe-
ra hacerse con los diferentes tipos de nédulo pul-
monar solitario. Ocasionalmente pueden ser
multiples®. Unicamente el 10 o el 15 %* de ellos
son de localizacion endobronquial y segin el tama-
fio del tumor originara una clinica de infeccion res-
piratoria (postobstructiva) y/o disnea!®!!,

En nuestros tres casos teniendo en cuenta la
edad, sexo y clinica de los pacientes el primer diag-
noéstico a descartar fue el de neoplasia pulmonar.
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El diagnéstico definitivo se realizO por examen
anatomopatologico de las muestras obtenidas por
broncoscopia rigida (caso n.° 2) y por toracotomia
(casos 1y 3). Aunque el cartilago fue el componen-
te mas abundante, también se encontrd tejido
fibroso, graso, mixoide y 6seo.

El tejido epitelial que normalmente recubre al
hamartoma, se introduce en ocasiones, en forma
de hendidura hacia el interior de la lesion, constitu-
yendo, no un componente primario neoplasico, si-
no una porcion del tejido englobado pasivamente
por el crecimiento irregular tumoral. Nosotros no
hemos observado las tipicas hendiduras epitelia-
les que son mas frecuentes en los hamartomas
intrapulmonares'?. Estudios ultraestructurales de
Churg y Stone!’ confirman que las caracteristicas
epiteliales de los hamartomas eran similares a las
del epitelio bronquial pulmonar, aunque la falta de
pigmento de carbén, células de Kulchitsky y, sobre
todo, de lamina basal, no descartaria la posibilidad
de una proliferacion simultanea epitelial, en cuyo
caso seria de procedencia también endodermal.

El crecimiento de estos tumores s generalmente
muy lento y su diametro suele alcanzar hasta 4
centimetros; no obstante hay casos descritos en la
literatura de crecimiento rapido'.

El diagnostico diferencial incluye todas las
causas de obstruccion bronquial, fundamental-
mente la neoplasia broncopulmonar, presencia de
cuerpo extrafio, tumores de otra estirpe, etc. Ana-
tomopatoldgicamente deben distinguirse de los
condrosarcomas primarios o metastasicos, que
so6lo en casos excepcionales son de localizacién en-
dobronquial y los condrocitos presentan carac-
teristicas de malignidad, y, mas frecuentemente,
del condroma, que no presenta solucion de conti-
nuidad con el cartilago bronquial y, en el que, por
otra parte, no se encuentran componentes de tejido
fibroso, graso, etc®.

El tratamiento'*'¢ del tumor consiste en la exci-
sidén, via broncoscopia, como sucedié en uno de
nuestros casos, o por toracotomia. Si la obstruc-
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cion ha provocado dafio irreversible en el parén-
quima, éste debera también ser resecado. La recidi-
va es excepcional aunque hay casos descritos!’.
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