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Resumen

La traqueobroncopatia osteocondroplastica (TO) (o traqueopatia osteocondroplastica o
traqueopatia osteoplastica)’ es una entidad rara de etiopatogenia desconacida carac-
terizada por multiples nédulos de cartilago o hueso originados en el tejido cartilaginoso
de la via aérea, que se proyectan dentro de la luz traqueobronquial. Generalmente de
curso cronico y benigno, es casi siempre un hallazgo; cuando presenta sintomas estos
son inespecificos y se deben al estrechamiento de la via aérea, al engrosamiento de la
pared traqueobronquial, 0 a alguna complicacion. Al ser poco reconocida favorece los
errores diagnosticos. Reportamos un caso sintomatico de TO, confundida con asma, que
ademas presentaba rinosinusitis crénica e infecciones recurrentes de la via aérea altay
baja. Ademas de presentar este caso con gran afectacion y progresion hasta bronquios
distales, mostramos otros 2 presuntos casos sin confirmacion endoscopica.
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Abstract

Tracheobronchopathia Osteochondroplastica. Clinical Presentation
mimicking Asthma

The tracheobronchopathia osteochondroplastica (TO) is a rare disease of unknown
pathogenesis. It is characterized by multiple osteocartilaginous nodules protruding
into the tracheobronchial airway lumen. Generally it is an incidental finding because
its evolution is chronic and benign; when symptoms are present, they are non specific
and result from the obstruction of the airway, the thickening of the tracheobronchial
wall or some complication. Since it is an uncommon condition the diagnostic errors are
frequent. We report a symptomatic TO case, that was misdiagnosed as asthma, and in
addition the patient had chronic sinusitis and recurrent upper and lower respiratory
tract infections. This case had progressive invasion of distal bronchi. We also report
two other suspected cases without endoscopic confirmation.
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las veces cursa de manera asintomatica. Predomi-
na entre la 4° y 6° décadas de la vida, y no se ha

La TO fue descripta por 1lra.vez en 1855 por
Rokitansky y hasta 1993 se reportaron 371 casos
en la literatura mundial'. No se ha establecido su
verdadera incidencia, pero una revisién japonesa
de 1988 la estim6 en un rango de 5 a 41 por cada
10.000 endoscopias’. En la literatura aparece
como una entidad rara porque no es reconocida
hasta que se la diagnostica durante una intuba-
cion dificultosa o una FBC ya que la mayoria de

establecido la incidencia por género. De etiologia
y patogenia desconocidas, generalmente de curso
créonico y benigno, se caracteriza por la presencia
de nédulos submucosos de cartilago o hueso que
se proyectan dentro de la luz traqueal. Afecta
sobre todo los dos tercios inferiores de la traquea
y los bronquios fuente pero puede comprometer
la laringe y los bronquios distales, aunque esto
es todavia maés raro. En forma tipica respeta la
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pared membranosa posterior de la traquea. La
entidad no se relaciona ni con el tabaquismo ni
con enfermedades sistémicas; es una enfermedad
de los cartilagos de la via aéreaZ.

Caso clinico

El 3/5/10 se recibi6 en consulta solicitando una se-
gunda opinidén, a una paciente de 53 anos oriunda
del Pert arribada al pais 9 afos antes, refiriendo
estar en tratamiento por asma (diagnosticado
hacia 5 anos) con una asociacién de salmeterol
50/fluticasona 250, 1 puff ¢/ 12 hs. La paciente
se encontraba ademas cumpliendo un ciclo de
ciprofloxacina 500 mg c¢/12 y 48 hs antes habia
recibido un corticoide de depdsito I.M. por haber
presentado tos, fiebre y sibilancias.

Antecedentes: sin historia conocida o sospechada
de exposicién ocupacional, ambiental, medica-
mentosa o téxica. Multiples episodios infecciosos
de VAS, bronquitis y una NAC en Pert que re-
quirieron internacién por 1 semana (no ARM).
Tos crénica eventualmente sibilante. Sin otros
antecedentes de importancia.

Examen fisico: hemodinamicamente compen-
sada, sin arritmias ni soplos, frecuencia cardiaca
80x’, frecuencia respiratoria 18x’, buena entrada
de aire bilateral, movilizacién de secreciones a la
maniobra de la tos, voz nasal, insinuacién de unas
en vidrio de reloj. Indice de masa corporal: 25, Sat.
0,: 98%. La paciente traia estudios previos:

PPD(-); Hb12.5 g/dl,GB: 3800 K/ul, VSG: 41mm,
Ac.AntiDNA, Antintcleo, Antimitocondriales, An-
timusculo liso, y anticélulas parietales: negativos.
Rx MNP: velamiento de ambos senos maxilares.
Rx Tx: ICT 0.5 sombra traqueal normal, nodulillos
bilaterales calcificados en ambas playas pulmona-
res. Espirometrias normales.

Debido a la presencia en la TAC de Tx s/c de
opacidades nodulares proyectadas hacia la luz
traqueal, se realizé una broncoscopia flexible
en la cual se observé la presencia de multiples
formaciones de aspecto palido y consistencia muy
firme, protruyendo hacia la luz y distribuidas
en forma extensa sobre las paredes laterales y
anterior de la traquea. Las lesiones progresaban
distalmente por los bronquios fuente. Se realiza-
ron biopsias: mucosa respiratoria con metaplasia
escamosa queratinizante y abundantes depdsitos
submucosos de calcio. Se realiz6 el diagnéstico de
traqueopatia osteocondroplastica; se indicé el uso

de la misma medicacién en una férmula en capsu-
las, se entrend en el uso del inhaler y se aumenté
la dosis de fluticasona al doble de la recibida. Se
dio el diagnéstico a la paciente, se la tranquilizé
y controlé. Se la vacuné contra gripe y neumoco-
coy al 1% ano de seguimiento no ha presentado
intercurrencias infecciosas ni reagudizaciones.

Discusion

El diagnéstico clinico de TO no es facil por ser una
entidad rara cuyos sintomas (cuando los presenta)
se superponen con los de otras patologias mas
frecuentes. En nuestro caso, como sucede habi-
tualmente, se realizé por el aspecto caracteristico
de las lesiones a la endoscopia %3 es decir, n6dulos
blanquecinos de pocos milimetros de diametro y
consistencia duropétrea, que protruyen en la luz
traqueobronquial respetando la pared traqueal
posterior. El diagndstico diferencial incluye espe-
cialmente a la amiloidosis traqueobronquial, la
cual compromete también la pared posterior de la
traquea. La indemnidad de la pared membranosa
de la traquea no ha sido observada en ninguna otra
enfermedad de la via aérea a excepcion de la TO2.
No obstante, como TO y amiloidosis traqueal
podrian coexistir?, en caso de compromiso de la
pared traqueal posterior, la biopsia —que resulta
dificultosa por la consistencia dura de las lesiones—
puede confirmar la TO y aclarar la coexistencia de
amiloidosis realizando las tinciones para amiloide
y/o descartando la presencia de hueso o cartilago
los cuales no se observan en la amiloidosis. No
obstante, otro autor ha desestimado esta asocia-
cién en una revision de 245 casos® y actualmente
no se considera que la TO pueda representar un
estadio final de la amiloidosis. Otros diagnésticos
diferenciales incluyen granulomas tuberculosos
calcificados, carcinoma, papilomatosis, sarcoi-
dosis endobronquial, policondritis recidivante y
enfermedad de Wegener, todos los cuales afectan
la pared traqueal posterior. A nuestra paciente se
le realiz6 biopsia directa que evidencié depésitos
de calcio y como sucede en la 1/2 de los casos,
metaplasia escamosa del epitelio traqueal®. La-
zor y Cordier sugieren que debe investigarse la
existencia de TO cuando un paciente con rinitis
atroéfica (ocena) presenta tos, disnea, hemoptisis
o infecciones traqueobronquiales recurrentes. De
hecho varios reportes han relacionado TO con oce-
nal 3% Nuestra paciente padece sinusitis maxilar



64

Revista Americana de Medicina Respiratoria | Vol 12 N° 2 - Junio 2012

crénica, también descripta en la literatura2. Otros
reportes han relacionado TO con asma™ 8, debido
a la existencia de tos crénica y/o sibilancias, como
sucedi6 en nuestro caso; las espirometrias en esas
circunstancias presentan habitualmente un pa-
trén obstructivo (que no objetivamos en nuestra
paciente) lo que facilita su confusién. Ademas ha
padecido multiples infecciones sinusales, traqueo-
bronquiales y una neumonia; es probable que la
metaplasia del epitelio y la alteracién anatémica
de la mucosa, alteren el clearence mucociliar y
predispongan a las infecciones y a las neumonias
post-obstructivas; la afecciéon de bronquios sub-
segmentarios puede producir el mismo efecto®.
Chroneau y col se preguntan desde el titulo de
su articulo! si TO es una entidad no reconocida.
Consideramos que es necesario reportar los casos
de TO porque todavia no lo es. Por la misma razon,
como la mayoria de los autores, pensamos que la
metodologia diagnéstica debe extenderse hasta
la confirmacién por biopsia. Si bien Prakash sos-
tiene que el diagnéstico de la TO es endoscépico
y que la biopsia casi nunca es necesaria?, como
tampoco las imagenes, creemos que estas tltimas
tendran un papel en el diagnéstico definitivo en
determinados casos de TO, cuando la entidad
sea suficientemente reconocida. Por esto, otros
autores!® hallaron en 9/10 TAC irregularidades
en la mucosa y nédulos calcificados; en todos los
casos el diagnéstico definitivo fue confirmado
por FBC. Otros hallazgos radiolégicos incluyen
estrechamiento de la luz traqueal intratoracica
y deformacién de los cartilagos traqueales sin
evidencia de compresion extrinseca. Sin embargo,
otros especialistas!! han senalado la dificultad en
basarse s6lo en las imagenes cuando el diagnéstico
diferencial incluye a la amiloidosis traqueal, linfo-
ma y Wegener -todos los cuales afectan los tejidos
blandos en la regién de la submucosa. La TAC de
nuestra paciente muestra claramente nédulos tra-
queobronquiales que protruyen en la luz, respetan
la pared membranosa y tienen alta densidad, pero
no fue reconocida ni por los radi6élogos ni por los
clinicos como TO. Hemos realizado la FBC no sélo
porque TO tiene una apariencia tinica, sino porque
cuando no la tiene, permite realizar una biopsia.
Por ejemplo, no es tipico el compromiso distal de
nuestro caso; se ha senalado también la dificultad
diagnéstica cuando el compromiso es minimo;
ademads en raras ocasiones la entidad s6lo afecta
focalmente a la via aérea en cuyo caso la biopsia

se impone buscando otras patologias. Chroneou
y col! describieron en un paciente con hemopti-
sis, nédulos blandos de color rojo proyectandose
hacia la luz, y el hallazgo histolégico fue consis-
tente con TO; llamaron a esto TO blanda (“soft
TPO”); este caso atipico probablemente no se
hubiera diagnosticado sin biopsia. A favor de las
imagenes debemos decir que si un endoscopista
tiene una posibilidad de 1:10.000 endoscopias de
ver una TO, en tanto se realizan mas TAC que
FBC debiera aumentar la frecuencia diagnoéstica;
es probable entonces que nos sorprendamos con
una tasa mayor que la esperada. Sucede que a la
FBC la apariencia es tan obvia que es inevitable
describirla o diagnosticarla. Al contrario, en la
TAC debe buscarse especialmente, ya que es una
condicién casi siempre asintomética y en general
su solicitud obedece a otra causa. Sin embargo
es una modalidad excelente en el diagnéstico no
invasivo de la TO!% Hay consenso entre los dis-
tintos autores de que luego de una etapa en que
se la diagnosticaba s6lo en las autopsias, en las
ultimas décadas el diagnostico se lo debemos a los
endoscopistas; tal vez el aporte de los radiélogos
modifique nuevamente la incidencia. Por ahora,
hacemos hincapié en que creemos que es la falta
de reconocimiento la que hace necesario realizar
FBC y biopsia; cuando TO sea evidente disminuira
en muchos casos la necesidad de confirmacién
endoscodpica y/o biopsia.

En general TO cursa sin sintomas y no es
progresiva, pero cuando esto sucede produce es-
trechamiento de la luz traqueal, obstruccion de la
via aérea, y grandes nédulos enfrentados pueden
provocar erosion de la mucosa y hemoptisis. Los
sintomas mas comunes son tos, fiebre, dolor de
garganta, disnea y sibilancias. No hay tratamiento
especifico; el tratamiento paliativo incluye bron-
codilatadores, antibi6ticos y raramente dilatacio-
nes bronquiales o ablaciones con laser cuando la
situacion lo amerita. Respecto de nuestro caso,
nunca se demostré espirométricamente un pa-
trén obstructivo, y la biopsia de la mucosa no es
consistente con los cambios histolégicos que se
observan en los asmaticos. No se realiz6 un test
de provocacién con metacolina. Concluimos que su
TO no esta asociada con asma, no obstante estar
justificado el tratamiento con broncodilatadores
considerando la historia de tos y sibilancias y la
buena respuesta clinica observada. Seria discuti-
ble continuar con los corticoides inhalados.
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Figura 3. Las calcificaciones alcanzan los bronquios distales y producen o simulan bronquiectasias
por traccion (flecha gruesa). Los nédulos llegan a la periferia y alcanzan el parénquima (flecha
fina).Estas observaciones se hacen en raras ocasiones en las traqueopatias osteocondroplésticas.

Figura 4. Traquea con nédulos blanquecinos que protruyen en la luz; membrana posterior indemne.
Caso 2: Mujer 78 afios. Ctrol.NAC. Caso 3: mujer 50 afios. Asma.
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