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Pneumatoceles gigantes: relato de caso’
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As pneumatoceles geralmente apresentam evolucdo benigna. Relatamos um caso incomum de menino que
apresentou pneumonia e derrame pleural esquerdo aos trés meses de idade. Aos dois anos, teve episddio
semelhante com o aparecimento de pneumatoceles. Evoluiu com sibilancia e aumento das pneumatoceles,
além de varicela, infecgdo urinaria, abscessos hepaticos e toxocariase. Aos trés anos, foi internado com
pneumonia, pneumatoceles gigantes bilaterais, mal asmatico e suspeita de imunodeficiéncia. Foi realizada
a drenagem de uma das pneumatoceles na tentativa de melhorar a expansibilidade pulmonar, mas néo
houve melhora do quadro restritivo. Evoluiu com septicemia e insuficiéncia ventilatéria, necessitando de
ventilagdo mecanica. Foi submetido a bulectomia bilateral de alivio, com expansdo do parénquima
pulmonar colapsado; entretanto, o paciente faleceu no pos-operatdrio imediato. Este foi um caso incomum
de pneumatoceles que evoluiu para insuficiéncia ventilatéria e necessidade de intervencdo cirurgica.
(J Pneumol 1997;23(2):105-109)

Giant pneumatoceles: report of a case

Pneumatoceles usually have a benign presentation. The authors describe an uncommon case of a
3-month-old boy who had a first episode of pneumonia and left pleural effusion. At the age of 2, he
had another episode of pneumonia with pneumatoceles formation. He progressed with wheezing and

enlargement of the pneumatoceles, chickenpox, urinary infection, liver abscess and toxocariasis.

When he was 3 years old, the patient was admitted to hospital with pneumonia, giant bilateral
pneumatoceles, status asthmaticus and possible immunodeficiency. Due to a restrictive pulmonary
disorder, a chest tube was placed in one of the pneumatoceles, but there was no improvement in his
respiratory status. He progressed to sepsis and respiratory failure, needing mechanical ventilation.
The patient was submitted to bilateral bullectomy with expansion of the collapsed lung. However, he
died soon after the surgery. This was an uncommon case with pneumatoceles that evolved to
respiratory failure requiring surgical intervention.

Descritores — Pneumatoceles. Doenca pulmonar bolhosa. Cistos.
Pneumonia estafilococica. Insuficiéncia ventilatéria. Bulectomia.
Key words — Pneumatoceles. Bullous lung disease. Cysts. Staphy-
loccocal pneumonia. Ventilatory insufficiency. Bullectomy.
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Siglas e abreviaturas utilizadas neste trabalho
REG - Regular estado geral

MV - Murmurio vesicular

HIV - Virus da imunodeficiéncia humana

NBT - Nitroblue tetrazolium

PMA - Acetato de forbol miristato

RELATO DO CcASO**

D.A.P., masculino, branco, procedente de Sao Paulo,
apresentou pneumonia e derrame pleural esquerdo aos trés
meses de idade e evoluiu com episddios de sibilancia.

Aos dois anos, teve nova pneumonia com derrame pleu-
ral esquerdo e pneumatoceles, sendo isolado S. aureus na
cultura de liquido pleural (figura 1).

Evoluiu com infec¢Ses pulmonares e aumento das pneu-
matoceles, um episddio de pneumotorax, abscessos hepati-

** Este caso foi apresentado no V Congresso Brasileiro de Pneumolo-
gia Pediatrica e V Congresso Latino-Americano de Fibrose Cistica,
realizados no periodo de 3 a 7 de abril de 1993 em Recife, PE.
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i
Figura 1 — Radiografia de tdrax evidenciando condensagdo em todo o
pulmdo esquerdo e na base pulmonar direita e derrame pleural esquerdo

Figura 3 — Tomografia computadorizada de tdrax evidenciando multi-
plos cistos aerados bilaterais e colapso do parénquima pulmonar

cos, varicela, infeccdo urindria e toxocariase até aos trés
anos, quando foi admitido no Instituto da Crianca com his-
téria de trés dias de febre, tosse, expectoragdo esverdeada e
piora da dispnéia. Ao exame fisico encontrava-se em REG,
afebril, com palidez cutanea, baqueteamento digital, aumento
do diametro antero-posterior do tdérax e taquipnéia modera-
da (f = 56irpm). A percussio, observava-se timpanismo no
hemitorax direito e, a ausculta, apresentava Mv diminuido
em hemitdérax esquerdo, roncos, estertores grossos e sibilos
difusos. O figado era palpavel a 7cm do rebordo costal di-
reito e o bago a 5cm do rebordo costal esquerdo. Havia
lesdes sugestivas de monoliase oral. Os demais aparelhos
apresentavam-se sem alteragoes. Foram feitas as seguintes
hipoteses diagndsticas: pneumonia, pneumatoceles gigan-
tes bilaterais, mal asmatico, moniliase oral e suspeita de
imunodeficiéncia.
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Figura 2
Radiografia de
torax
evidenciando
pneumatoceles
gigantes bilaterais
e colapso do
parénquima
pulmonar

Exames laboratoriais: Hb = 10,7g%, Ht = 32%, leuc. =
29.600 (meta = 3, B =18,S =65 L= 13, M = 1), plag. =
282.000. Gasometria arterial em ar ambiente: pH = 7,33,
PaCO, = 46,5mmHg, Pa0, = 104,7mmHg, SO, = 97,4%,
Bic = 24,6mEq/L, BE = -0,9mEq/L. 1gG = 2.570mg/dL
(nL = 857-1.563), IgM = 386mg/dL (nL = 52-156), 1gA =
125mg/dL (nL = 66-200), IgE = 296Ul/mL (nL = até 60).
Anticorpos anti-HIV: negativo. Alfa-1-antitripsina = 440mg/
dL (nL = 150 a 350). Cloro no suor (iontoforese por pilo-
carpina) = 12,6mEq/L. Radiografia de térax: pneumatoce-
les gigantes bilaterais e colapso do parénquima pulmonar
(figura 2). Tomografia computadorizada de tdérax: multiplos
cistos aerados bilaterais, cistos maior que 10cm de diame-
tro localizado no apice do pulméo esquerdo, colapso do pa-
rénquima pulmonar com aproximacgdo dos vasos sanguineos
e pequeno cisto hepatico (figura 3). Pesquisa imunoldgica
(quadro 1) - Imunidade humoral: imunoglobulinas aumenta-
das com arco de precipitagdo policlonal; isoemaglutininas,
anticorpos anti-sarampo e antipoliomielite normais. Imuni-
dade celular: subpopulagio de linfocitos (cD4 e cD8) e imu-
noglobulina de superficie em linfécitos B normais; fagéci-
tos: teste do nitroblue tetrazolium (NBT) com estimulagdo
pelo acetato de forbol miristato normal, quimiotaxia nor-
mal, indice de fagocitose normal e capacidade bactericida
reduzida em relacdo ao controle. Complemento total e fra-
¢des normais.
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Figura 4 — Radiografia de torax evidenciando aumento de volume das
pneumatoceles

QUADRO 1
Avaliacdo da funcgio imunoldgica

Pesquisa imunoldgica Resultados Valores de referéncia
Imunoglobulina G 2.570mg/dL 857-1.563mg/dL
Imunoglobulina M 386mg/dL 52-156mg/dL
Imunoglobulina A 125mg/dL 66-200mg/dL
Imunoglobulina E 296U1/mL até 60U1/mL
Imunoglobulina M anti-B 1:128 >1:4
Anticorpo anti-sarampo 1:16 >1:8
Anticorpo antipoliovirus 1 1:128 >1:8
Anticorpo antipoliovirus 11 1:256 >1:8
Anticorpo antipoliovirus 111 <1:8 >1:8
Teste de Schick positivo negativo
Linfocitos CD4 40% (1.224/mm?3) 38,8 + 9,79%
Linfocitos CD8 27%  (834/mm?3) 25,1 + 5,94%
CD4/CD8 1,47 1,66 + 0,64
Imunoglobulinas de 23%  (693/mm?3) 14,8 + 8,18%

superficie de linfocitos B
Teste do NBT

paciente 26% > 10%

controle 60%

Teste do NBT com PMA
paciente 88% > 90%
controle 98%

Quimiotaxia

paciente 431 > 30U

controle 31,51
indice de fagocitose

paciente 5,77 controle

controle 6,83
Capacidade bactericida

paciente 40,43% controle

controle 83,66%

Complemento
C3 140mg/dL 55-120mg/dL
C4 47mg/dL 20- 50mg/dL

NBT - nitroblue tetrazolium
PMA - acetato de forbol miristato
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Figura 5 — Radiografia de tdrax evidenciando opacidades pulmonares
difusas e expansdo do parénquima pulmonar no pos-operatorio imedia-
to de bulectomia bilateral

Recebeu oxacilina (21 dias), cloranfenicol (12 dias), me-
tilprednisolona, aminofilina e oxigenioterapia. Foi realizada
a drenagem em selo d’dgua de uma pneumatocele em lobo
superior esquerdo na tentativa de melhorar a expansibilida-
de pulmonar, porém sem sucesso. O paciente apresentou
fistula broncopleural e infeccdo secundaria por S. aureus na
pneumatocele, recebendo netilmicina por 19 dias, seguida
do uso de vancomicina por 11 dias. Houve resolugdo da
fistula broncopleural apés 20 dias de drenagem.

Apds dois meses de internagdo, o paciente apresentou
septicemia e insuficiéncia ventilatoria restritiva grave, ne-
cessitando de antimicrobianos de amplo espectro (vancomi-
cina, cefotaxima, anfotericina B) e de ventilagio mecénica
devido a hipdxia e a hipercapnia (figura 4). Evoluiu com
arritmia cardiaca, insuficiéncia renal, hipertensdo arterial,
dois episddios de parada cardiorrespiratéria e dificuldade
no manejo da ventilagdo mecanica, motivo pelo qual foi sub-
metido a esternotomia total com bulectomia bilateral. Hou-
ve expansio do parénquima (figura 5). Entretanto, o pa-
ciente faleceu no pds-operatorio imediato. A bidpsia intra-
operatoria evidenciou a presenca de broncopneumonia com
formacdo de abscessos, hemorragia intra-alveolar recente,
inclusdes de citomegalovirus, septos fibrosos extensos en-
volvendo o tecido pulmonar, fragmento de parede de cisto
constituido por tecido fibroso e focos de infiltrado inflama-
tério mononuclear. Nao foram encontrados dados histoldgi-
cos que sugerissem lesdes congénitas.

COMENTARI0S

As pneumatoceles sido lesdes pulmonares cisticas adquiri-
das, de paredes finas, que geralmente surgem na evolucdo
de pneumonias agudas e sdo caracterizadas pela tendéncia
a modificacdo rapida de forma e de localizacdo. Ocorrem
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em lactentes e criangcas mais jovens, sendo infreqiientes em
adultos. Podem ser secundarias a pneumonias estafilococi-
cas e também a outras etiologias: Streptococcus pneumo-
niae, Hemophilus influenzae, Klebsiella pneumoniae,
Escherichia coli, Mycobacterium tuberculosis, Proteus mi-
rabilis, Pseudomonas aeruginosa, Streptococcus do gru-
po A, Pneumocystis carinii, virus e apds pneumonite qui-
mica por hidrocarbonetos(:2,

As infecgcdes por S. aureus em nosso paciente indicavam
a possibilidade de imunodeficiéncia ligada a fungdo de fagod-
citos, o que foi sugerido pela alteracdo na capacidade bacte-
ricida dos fagdcitos. A hipergamaglobulinemia, também
presente, poderia ser explicada pela estimulagcdo cronica dos
processos infecciosos.

0 mecanismo preciso da formagdo de pneumatoceles ain-
da ndo esta estabelecido. Caffey®, em 1940, propds que as
pneumatoceles eram causadas por enfisema pulmonar loca-
lizado, resultante de mecanismo valvular secundario a obs-
trucdo bronquiolar. Conway®, em 1951, sugeriu que a en-
trada de ar no intersticio poderia ocorrer apds a ruptura de
abscessos peribronquicos, resultando em cavidade aerada
que aumentaria de volume por mecanismo valvular secun-
dario a inflamacdo da mucosa. Boisset®, em 1972, apre-
sentou evidéncia anatomica de que o rompimento das pare-
des bronquiolares permitia a comunicagcdo entre o lume bron-
quiolar e o espacgo subpleural através de “corredores de ar”
no intersticio, formando coleg¢des de ar subpleurais. Quigley
e Fraser®, em 1988, apresentaram evidéncia histopatoldgi-
ca de que a formacdo de pneumatoceles resultava da combi-
nacdo de necrose do parénquima e de mecanismo valvular
pos-bronquiolar. Morgan ef a”), em 1989, citaram que em
amostras cirurgicas nido havia evidéncia de mecanismo val-
vular e que, durante a respiracdo espontanea, as bolhas es-
tariam sujeitas as mesmas pressoes que o pulmdo adjacen-
te. Por outro lado, Ting et a.®, em 1963, demonstraram
que as bolhas intraparenquimatosas se expandiam porque
eram extremamente complacentes em relacdo ao pulmao
adjacente e, quando estavam sujeitas a mesma pressdo in-
trapleural, as bolhas se insuflavam preferencialmente em
relacdo ao pulmao. A teoria do mecanismo de formacdo do
enfisema pulmonar intersticial reine esses postulados con-
traditérios. O enfisema pulmonar intersticial desenvolve-se
pela hiperdistensdo e ruptura dos alvéolos, com a presenga
de ar perivascular nos septos interlobulares. O ar pode per-
manecer localizado ou dissecar o intersticio perivascular atin-
gindo o mediastino ou a pleura, resultando em enfisema
subpleural (pneumatoceles), pneumotodrax, pneumomedias-
tino, pneumoperiténio ou enfisema subcutaneo® ),

As pneumatoceles sdo geralmente assintomaticas e de
curso benigno, desaparecendo em semanas a meses('"'2),
Porém, podem aumentar de tamanho e dificultar a expan-
sdo pulmonar, resultando em insuficiéncia ventilatoria('?,
como no caso descrito. As pneumatoceles podem compli-
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car-se com pneumotdrax e infecgdo secundaria, que resul-
tam em espessamento e adesdo pleural e na formacgdo de
capsula fibrosa em torno da pneumatocele, tornando-a rigi-
da e permanente®,

A decisdo de intervengdo cirurgica é dificil e a resposta
clinica pos-operatoria é extremamente varidvel, pois o grau
de dispnéia depende principalmente da lesdo pulmonar sub-
jacente(»', O objetivo cirtrgico é permitir a reexpansio
do pulmao colapsado e melhorar a dispnéia. Varios traba-
Thos tém sido realizados em pacientes adultos com doenca
pulmonar bolhosa bilateral.

Klingman et a0, em 1991, sugeriram critérios clini-
cos, radioldgicos e de funcdo pulmonar para a indicacdo
cirurgica em pacientes adultos portadores de enfisema
pulmonar bolhoso; destes, o mais importante era o volu-
me ocupado pela bolha. As bolhas que ocupavam mais de
50% do hemitorax, mas com parénquima adjacente nor-
mal, apresentavam melhores resultados pos-operatorios,
enquanto as bolhas com volume menor do que um terco
do pulmdo ou associadas a enfisema pulmonar adjacente
poderiam nao beneficiar-se significativamente com esse
procedimento.

A tomografia computadorizada de torax é o método mais
sensivel para determinar o tamanho, o numero e a localiza-
¢do das bolhas e para avaliar a arquitetura pulmonar('¢-19),

A angiografia pulmonar pode fornecer informagdes uteis
sobre as areas ndo afetadas, mas nem sempre é necessaria.
Caso a vasculatura ao redor da bolha esteja intacta e aglo-
merada, ha alta probabilidade de reexpansdo pulmonar apos
a bulectomia, enquanto a falta desta aglomeracdo associada
ao espessamento e ao rompimento vascular sugerem pobre
resultado pos-operatdriol®.

Viérios procedimentos cirurgicos tém sido descritos na
terapia da doenca bolhosa pulmonar: excisao local, lobecto-
mia, ressec¢do em cunha, bilobectomia, resseccdo segmen-
tar, drenagem por tubo de Monaldi, marsupializagdo, tora-
coscopia com laser de gas carbdnico e bulectomia por via
transesternal com pleurectomia parietal.

A lobectomia é raramente indicada, pois resulta em maior
reducdo do VEF, no pds-operatério do que os procedimen-
tos que conservam o tecido pulmonar(,

As bolhas pediculadas sdo retiradas apos a ligadura do
pediculo, enquanto as pequenas bolhas podem ser ocluidas
por coagulacdo'®,

Monaldi®, em 1947, descreveu a drenagem intracavita-
ria por succdo como sendo o procedimento preferivel em
casos de insuficiéncia ventilatéria grave. A drenagem intra-
cavitaria realizada em nosso paciente ndo apresentou boa
resposta.

Wakabayashi ef al.?Y, em 1991, descreveram técnica
recente que consistia na ablacdo da bolha pulmonar com
laser de gas carbdnico através de toracoscopia, em pacien-
tes com bolhas multiplas e enfisema difuso. Essa técnica
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causa menos disturbios na fungdo respiratoria e € menos
traumatica do que a toracotomia.

Vishnevsky e Nickoladze('®, em 1990, realizaram a bu-
lectomia e pleurectomia parietal por via transesternal em
16 pacientes adultos com doenca pulmonar bolhosa bilate-
ral. Houve expansdo do parénquima pulmonar em todos os
casos com melhora da ventilacdo e da perfusdo pulmonar.

0 tratamento cirurgico das lesdes cisticas requer avalia-
¢do rigorosa devido a alta incidéncia de complicacdes no
pbs-operatdrio. Portanto, lesdes cisticas isoladas em paciente
assintomatico devem ser observadas. Entretanto, em pacien-
tes com multiplos cistos que dificultam a expansdo do pa-
rénquima pulmonar adjacente e que evoluem para insufi-
ciéncia ventilatéria, como no caso descrito, o procedimento
cirurgico deve ser considerado e, se indicado, realizado pre-
cocemente.
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