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Abstract

Hamartomas are benign neoplasms often located in

Resumo

Os hamartomas sao lesoes benignas, geralmente pul-
monares, ¢ frequentemente assintomaticos. Tipicamen-  lung and frequently asymptomatic. They are typically
te, sao achados acidentais através de estudos radiol6-  discovered incidentally with thorax radiographic stu-
dies. About 1.4-20% of hamartomas have endobron-

chial location and can be symptomatic due to airway

gicos do torax. Cerca de 1,4 a 20% dos hamartomas
tém localizagao endobronquica e podem tornar-se sin-
tomaticos por obstrucdo da via aérea. A resseccdo ci-  obstruction.
rargica tem sido o tratamento standard do hamartoma  Traditionally, surgical resection has been considered
endobronquico no entanto, tem-se observado uma ex-  the standard of care for endobronchial hamartoma.

periéncia crescente no tratamento endoscopico sem  However, there is increasing experience using endos-

registo de complicacdes. Nos casos seleccionados, a
resseccao endoscopica tem eficacia terapéutica com-
paravel a ressecc¢ao cirurgica, poupando uma cirurgia.

copic treatment and a paucity of reported complica-
tions. Endoscopic ressection has comparable thera-
peutic efficacy with surgical ressection but spares a

Os autores apresentam dois casos de hamartomas  major operation.
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RESSECCAO COMPLETA DE HAMARTOMAS ENDOBRONQUICOS POR TECNICAS BRONCOSCOPICAS,
ELECTROCIRURGIA POR ARGON PLASMA E LASER ND-YAG

endobrénquicos, ambos diagnosticados e tratados de-
finitivamente por técnicas broncoscopicas. Sintomas
persistentes e alterages radiolégicas toracicas deter-
minaram o estudo por esta técnica. Foi efectuado tra-
tamento endobrénquico através de electrocirurgia por
Argon plasma (APC) e /aser Nd:YAG, o que permitiu a
resolugdo completa dos sintomas em ambos os doen-
tes. A reavaliagdo endoscopica regular excluiu doenga
residual ou recidivante.

Rev Port Pneumol 2007; XIII (5): 711-719

Palavras-chave: Hamartomas endobronquicos, broncos-
copia, electrocirurgia com Argon plasma, laser Nd:YAG.

Diva Ferreira, José Almeida, Barbara Parente, Jodo Moura e Sa

We report two cases of endobronchial hamartomas, each
diagnosed and definitively treated with bronchoscopic
techniques. Persistent symptoms and abnormal radiolo-
gical features were the impetus for initial diagnostic bron-
choscopy. Endobronchial treatment was performed using
electrosurgery by Argon plasma (APC) and Nd:YAG la-
ser. This approach resulted in complete resolution of both
patients‘ symptoms. Follow-up bronchoscopic examina-
tions excluded residual or recurrent disease.

Rev Port Pneumol 2007; XIII (5): 711-719

Key-words: Endobronchial hamartomas, bronchosco-
py, electrosurgery with Argon plasma, Nd:YAG laser
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Introducéo

Os hamartomas pulmonares sao neoformagoes
compostas por cartilagem, tecido adiposo, mus-
culo liso e epitélio respiratorio de forma desor-
ganizada, representando até 5% dos nédulos
solitarios pulmonares. Sendo o mais frequente
tumor benigno do pulmao (77%), é no entanto
uma lesdo rara, com uma incidéncia na popula-
¢do geral de 0,25%. Sem preferéncia de sexos e
com maior incidéncia aos 70 anos, em 90% sao
periféricos e assintomaticos no momento do
diagnéstico, e, os restantes, endobronquicos®.
Os hamartomas endobronquicos sio tumo-
res benignos raros da arvore traqueobron-
quica que tém um potencial risco de obstru-
¢ao bronquica ou hemorragia. Os doentes
com sintomas respiratorios referem queixas
de tosse, dispneia, sibilos ou episédios de
pequenas hemoptises. Radiologicamente, nao
se detectam, ou podem levar a uma atelecta-
sia ou pneumonia obstrutiva’.

A toracotomia com ressec¢ao pulmonar ou
bronquica tem sido o tratamento tradicional.
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No entanto, o tratamento endoscopico com
broncoscopia rigida, electrocirurgia com Ar-
gon plasma (APC) e Jaser Nd:YAG tem permi-
tido um tratamento eficaz quando executado
por broncologistas experientes. Assim, este
tratamento ¢ recomendado em doentes sin-
tomaticos ou doentes com obstrucao bron-
quica significativa®.

Os autores apresentam dois casos de hamarto-
mas endobrénquicos, ambos diagnosticados
e tratados através de técnicas broncoscopi-
cas. Foi efectuado tratamento endoscépico
através de electrocirurgia por APC e /Jaser
Nd:YAG. Esta técnica permitiu a resolugao
completa dos sintomas de ambos os doentes,
sem necessidade de recorrer a uma interven-
¢do cirurgica.

Caso clinico 1

MLI'B, sexo masculino, 48 anos, fumador, que
recorre a0 médico assistente por expectora-
¢ao hemoptodica. Ao exame objectivo, sem al-
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teracoes. A telerradiografia toracica ndo reve-
lou alteracées evidentes, assim como a tomo-
grafia toracica (T'C toracica). Realizou bron-
cofibroscopia que mostrou no segmento
posterior (B2) do lobo superior direito (LSD)
obstru¢do por uma massa tumoral de super-
ficie lisa, regular e pouco vascularizada com
caracteristicas de lesao benigna, com boa
mobilidade. Realizada posteriormente bron-
coscopia rigida com introducio do broncofi-
broscopio (BF) através do broncoscédpio

rigido (BR), tendo-se entao efectuado foto-
coagulagdo da lesao tumoral por /aser Nd:YAG,

com exérese parcial endobronquica desta
mesma massa (Fig. 1). Os subsegmentares fi-
caram ainda com crescimento tumoral, pelo
que se procedeu a repeticao da técnica duas
semanas mais tarde. Foi feita electrocoagula-
¢ao por Argon plasma, ficando os subsegmen-
tares mais repermeabilizados. A anatomia
patoldgica concluiu tratar-se de um hamarto-
ma condréide. Reavaliacio endoscopica trés
semanas depois que mostrou obstrucao pat-
cial da entrada do B2 direito por tecidos ne-
croéticos. Apos limpeza, os subsegmentares fi-
caram entao permeaveis, apenas com mucosa

Fig. 1 — Obstrugéo do segmento posterior (B2) do LSD por uma massa tumoral de superficie lisa, regular e pouco
vascularizada, com caracteristicas de les&o benigna. Efectuada fotocoagulagéo da les&o tumoral por /aser Nd:YAG, e

depois Argon plasma, com exérese da lesdo endobrénquica
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Fig. 2 - Repermeabilizagao do B2 direito, apresentando-se apenas o subsegmentar horizontal B2(b) ligeiramente estenosado

congestiva e edemaciada. Posteriormente, fo-
ram efectuadas mais cinco reavaliacdes, que
excluiram recidiva de crescimento tumoral. O
B2 direito manteve-se sempre patente, apre-
sentando-se apenas o subsegmentar horizon-
tal B2(b) ligeiramente estenosado, sem outras
alteracoes (Iig. 2).

O doente permaneceu livre de sintomas respi-
ratorios durante quatro anos, tendo falecido
quatro anos depois por patologia digestiva, cau-
sa nao relacionada com a lesao pulmonar.

Caso clinico 2

MRA, sexo feminino, 72 anos, nao fumado-
ra, que recorre ao médico assistente devido a
queixas de dor no membro superior direito,
associada a tosse seca persistente. Ao exame
objectivo, sem alteracGes. A telerradiografia
toracica revelou hipotransparéncia heterogé-
nea paratraqueal e para-hilar direita. A TC to-
racica mostrou densificacio parenquimatosa
heterogénea com broncograma aéreo no LSD,
atelectasia do segmento anterior em contacto
com a pleura costal e pleura mediastinica an-
terior ipsilateral (Fig. 3). Realizada broncofi-
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broscopia, esta mostrou uma massa tumoral
de superficie lisa, regular e pouco vasculariza-
da, com caracteristicas de lesao benigna, obli-
terando a entrada do LSD e crescendo para o
bronquio principal direito (BPD). Realizada
posteriormente broncoscopia rigida, efec-
tuou-se fotocoagulagiao da massa tumoral com
laser Nd:YAG, o que permitiu a sua remogao
e, assim, a permeabilizagio do LSD (Fig. 4).

i ~

Fig. 3 - TC toracica: densificacéo parenquimatosa hetero-
génea com broncograma aéreo no LSD, atelectasia do seg-
mento anterior em contacto com a pleura costal e pleura
mediastinica anterior ipsilateral
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Base de implantagio localizada na face inter-
na no esporao de divisio entre o LSD e tron-
co o intermédio (TT), prolongando-se para
proximo da entrada dos segmentos anterior e
posterior. A histologia da massa confirmou
um hamartoma condrdide. Procedeu-se a re-

avaliacdo trés semanas mais tarde, tendo-se
entdo realizado coagulagao com /Jaser Nd:YAG
e também por Argon plasma (através de BF
dentro do BR) na zona residual da base de
implantacio do hamartoma condréide, na

parte interna do esporao do LSD, que ficou
livre de massa. Os segmentares e subsegmen-
tares do LSD ficaram permeaveis (Fig. 5).
Postetiormente, foram efectuadas mais trés
reavaliacoes, que excluiram recidiva de cresci-
mento tumoral, mantendo-se o L.SD com
orificios segmentares e subsegmentares per-
meaveis (Fig. 0). Telerradiografia e TC toraci-
cas posteriores normais.

A doente permanece livre de sintomas, passa-
dos 12 meses ap0s tratamento endoscopico.

Fig. 4 — Massa tumoral de superficie lisa, regular e pouco vascularizada, com caracteristicas de les&o benigna, obstru-
indo entrada do LSD e ocupando ja o BPD. Realizada fotocoagulagdo da massa tumoral por laser Nd:YAG, o que
permitiu a sua remogéo e assim permeabilizar o LSD
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Fig. 5 — Reavaliagéo as 3 semanas, com realizagdo de coagulagdo com laser Nd:YAG e também por Argon plasma na zona residual
da base de implantagdo do hamartoma, ficando livre de massa. Os segmentares e subsegmentares do LSD ficaram permeéveis

Fig. 6 — Reavaliagdo com exclus@o de recidiva de crescimento tumoral, mantendo-se o LSD com orificios segmentares
e subsegmentares permeaveis
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Discussao

Os hamartomas sao a neoplasia benigna mais
frequente do pulmao, tipicamente encontra-
dos no parénquima pulmonar sob a forma
de nédulo solitario do pulmao. Sao frequen-
temente assintomaticos e descobertos como
achados em estudos radiolégicos toracicos.
A sua incidéncia na populagdo ¢ de cerca de
0,25%, e sao duas a quatro vezes mais fre-
quentes nos homens’. A idade média de apre-
sentacao situa-se entre os 60 e os 70 anos.
Existem dois tipos de hamartomas: periféri-
cos e centrais. Os periféricos, com localiza-
¢ao intra-parenquimatosa, representam cerca
de 85 a 90% dos hamartomas, e geralmente
apresentam-se sob a forma de nédulo soli-
tario do pulmio, com diametro entre 2 a 3
cm, podendo aumentar de dimensao. Fre-
quentemente surgem também como massas
subpleurais com limites bem circunscritos
que podem apresentar calcificagdes ou, mais
esporadicamente, gordura. Tém um cresci-
mento muito lento (£15 mm/ano), tempo
de duplicagio prolongado (até 14 anos) e
padrao tipico de calcificacio em “pipoca” em
25% dos casos. Os hamartomas centrais, ou
endobronquicos, representam cerca de 10 a
15% do total e surgem sob a forma de lesio
polipéide’. A incidéncia da forma endobron-
quica foi de 7,8% nas séries de van den Bos-
ch ez al®, de 7,7% nas séries de Ribet ez al’, e
de 11,5% nas séries de Tomashefski'’.

A transformagao maligna ¢ rara, podendo, no
entanto, assistir-se a um crescimento lento®.
Os hamartomas com localizacao endobtron-
quica podem ser sintomaticos devido a obs-
trucgao e irritacdo, como outros tumores en-
dobronquicos’. Sio os tumores benignos da
via aérea mais frequentes depois dos papilo-
mas. A maioria dos hamartomas endobron-
quicos sao unicos e assintomaticos’.
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Quando sintomaticos, os doentes referem ge-
ralmente queixas de dispneia, sibilos, tosse ou
pequenas hemoptises. A obstrugiao do bron-
quio pelo hamartoma pode também levar a
pneumonia recorrente no mesmo local. Os
achados radiolégicos incluem sinais de perda
de volume, como atelectasia ou colapso lobar
completo®. Também pode ser encontrada con-
solidagao do parénquima por pneumonia
obstrutiva. Ocasionalmente, a TC torcica per-
mite diagnosticar lesdes endobronquicas.

O diagnéstico definitivo é obtido por bron-
coscopia com biépsia do hamartoma. A ob-
servagao endoscopica geralmente revela uma
lesao endobronquica polipéide bem circuns-
crita, mole, de superficie lisa, regular e es-
branquicada, com auséncia de sinais de infil-
tracao da submucosa’.

A histologia mostra ser composto por ele-
mentos mesenquimatosos em varias propor-
¢oes, como tecido cartilagineo, conjuntivo e
musculo liso, frequentemente associados a
tecido adiposo e calcifica¢Ges. Frequente-
mente estio também associados elementos
epiteliais pseudoglandulares. Dado o com-
ponente predominante ser a cartilagem, a
designac¢do mais corrente ¢ hamartoma con-
dréide, ou hamartocondroma®.

Tém um baixo risco de malignidade e uma
reduzida taxa de recorréncia.

Pelo facto de frequentemente serem sintoma-
ticos, o tratamento dos hamartomas endo-
bronquicos é recomendado’. O tratamento
tradicional descrito consiste na toracotomia
com broncotomia ou ressec¢ao pulmonar.
Na udltima década, tém sido descritos casos
de hamartomas endobrénquicos tratados com
sucesso através de técnicas broncoscopicas,
poupando uma intervengdo cirurgica, com
resolucio completa de sintomas®. Esta forma
de tratamento constitui uma excelente opgao
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devido ao facto de estes tumores terem uma
localizagdo estritamente endoluminal e tam-
bém ao seu padrio de crescimento, sem ex-
tensao para além da arvore traqueobronqui-
ca’. Se o hamartoma endobrénquico se
estender para além da via aérea, a resseccao
broncoscopica apenas remove a por¢ao visi-
vel do tumor. A parte remanescente da lesao,
localizada fora do limen, pode crescer a rit-
mo lento e alcancar novamente a via aérea
alguns anos mais tarde’.

Diferentes técnicas endoscopicas de ressecgao
sao utilizadas. As mais frequentes incluem a
excisao através do BR, e também a remocao
por /aser Nd:YAG. Noutras séries, ¢ descrita
a utilizacdo de electrocirurgia de forma iso-
lada ou associada a fotocoagulagdo por laser
Nd:YAG?. O /laser Nd:YAG produz um feixe
de luz monocromatica que induz coagula-
cio, hemostase e necrose tecidular’. Pode ser
utilizado através de BR ou BF, sendo no en-
tanto o BR a forma preferida. O uso do Jaser
Nd:YAG na arvore traqueobronquica requer
algum cuidado, tendo em conta a localiza-
¢ao anatémica e a configuracao da lesao. Por
exemplo, se esta estiver proxima do eséfago
ou artéria pulmonar, pode haver o risco de
formacio de fistula’. Os efeitos tecidulares
da electrocirurgia sio semelhantes aos pro-
duzidos pelo /aser Nd:YAG, podendo ser uti-
lizado também por BR ou BE. Tem a vanta-
gem de poder ser realizado em lesoes distais,
com um risco de perfuracio inferior ao do
laser Nd:YAG'.

A utilizacio do BR tem varias vantagens em
relagao ao BE. Por exemplo, permite a aspi-
ragao de sangue com mais eficacia, manten-
do assim uma melhor paténcia da via aérea.
Possibilita também a ventilagio do doente
durante o exame, enquanto a broncofibros-
copia nao permite a ventilacao adequada. Por
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fim, a excisao da massa através do BR é mais
facil e também mais eficaz em alguns casos.
No entanto, a broncofibroscopia pode ser
util na resseccio de lesdes distais na arvore
traqueobronquica nao acessiveis ao BR.

A realizagao de electrocirurgia endobronqui-
ca acarreta alguns riscos, como a lesdo da
porcao cartilaginea da via aérea. Além disso,
a necrose por coagulacio e a inflamagao pode
conduzir a fibrose e posterior estenose’. A
extensio e severidade da lesdo estdo relacio-
nadas com a duracdo do contacto com a son-
da do electrocautério. Esta complicagdao pode
ser resolvida através de dilatagio por balio;
no entanto, por vezes, a ressec¢ao cirurgica
¢ necessaria’.

A maior complicacao destas técnicas ¢ a re-
mogao incompleta do hamartoma, com cres-
cimento recidivante posterior. Por este
motivo, é necessaria a reavaliacio clinica, ra-
diolégica e endoscopica do doente, com algu-
ma regularidade. Os doentes que apresentem
evidéncia de persisténcia e/ou recorréncia
tumoral devem ser orientados para ressec-
cio cirdrgica®. A recorréncia dos hamarto-
mas endobronquicos é baixa.

Assim, a ressec¢ao endoscopica é aconselha-
da como tratamento inicial destes casos, em
alternativa a abordagem cirdrgica, dada a efi-
cacia terapéutica similar.

As indicagoes para ressec¢ao dos hamarto-
mas endobrénquicos por /aser sao*:

. Origem estritamente endoluminal do tumor
. Extensao limitada a arvore traqueobronquica
. Baixa probabilidade de recorréncia

. Doentes com elevado risco cirargico

S SN B R

. Doentes sintomaticos com compromisso
da via aérea

6. Colapso lobar/pulmonar recente atribui-

vel a obstruc¢ao pelo tumor
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Nos casos clinicos apresentados, o tratamen-
to endoscopico utilizando /aser Nd:YAG e
electrocirurgia com APC permitiu a remo-
¢ao completa do hamartoma endobronqui-
co e prevencao de recidiva, com sucesso.
Em ambos os casos, o tratamento foi feito
por etapas. Numa primeira fase, a fotocoa-
gulacio com /laser Nd:YAG permitiu a re-
mog¢ao parcial do hamartoma, conferindo
um maior grau de permeabilidade dos bron-
quios segmentares adjacentes, ¢ também
confirmar a base de implanta¢io do mes-
mo. Posteriormente, a electrocirurgia com
APC tornou possivel a exérese completa de
restos tumorais, de forma a nio permitir
uma trecidiva tumoral, assim como tresultou
na repermeabilizacao completa dos bron-
quios segmentares e subsegmentares. As
reavaliacdes endoscopicas subsequentes
confirmaram a manuteng¢ao da paténcia da
arvore bronquica, sem sinais de recidiva
tumoral.

Os doentes permaneceram livres de sintomas.
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