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ASPECTOS RADIOLOGICOS DA ATRESIA BRONQUICA: RELATO
DE TRES CASOS E REVISAO DA LITERATURA*
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A atresia bronquica é uma anomalia congénita rara que usualmente produz massa justa-hilar com hipertrans-
paréncia distal a radiografia simples. A maioria dos pacientes é jovem e nao apresenta sintomas. A tomo-
grafia computadorizada confirma o diagnéstico, permitindo o manejo conservador nos casos assintomati-
cos. Os autores relatam trés casos de atresia bronquica. Um caso, de particular interesse, estava associado
a volumosa broncocele em paciente do sexo feminino, de 45 anos de idade, que apresentou quadro sinto-
matico de infec¢ao respiratoria. O diagnéstico foi estabelecido por meio dos achados da radiologia conven-
cional, da tomografia computadorizada e da comparacao com radiografias convencionais e tomografia li-
near prévios, que ja demonstravam alteracoes. Realizou-se uma revisao sobre os achados clinicos e radio-
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Radiological aspects of bronchial atresia: report of three cases and review of the literature.

Bronchial atresia is a rare congenital abnormality that usually shows a juxta-hilar mass with distal radiolu-
cency on conventional x-ray films. Most patients are young and have no symptoms. Computed tomography
usually confirms the diagnosis, allowing conservative management of the asymptomatic cases. The authors
report three cases of bronchial obstruction. One of the patients was of particular importance and interest,
a 45-year-old female patient with symptoms of respiratory infection, due to the association with a bulky
bronchocele. The diagnosis was made by analyzing the findings of conventional x-ray films and computed
tomography, and the comparison with previous conventional x-ray films and linear tomography, which had
already demonstrated abnormalities. A literature review on the clinical and radiological findings of this pul-
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Resumo
l6gicos dessa malformacao.
Abstract
monary malformation is presented.
INTRODUCAO

A atresia bréonquica congénita € uma
malformac&o incomum do aparel ho respi-
ratorio caracterizada pela obliteracdo fo-
cal daluz brénguica, mais comumente de
um brénquio segmentar®. No brénquio
atrésico, por ndo haver comunicagdo com
aarvore central, ha acimul o de secrecOes,
levando ao desenvolvimento da mucoce-
|€®@. Caracteristicamente, ha hiperinsufla-
¢80 segmentar ou lobar adjacente®?, de-
vido a ventilagdo pelos canais colaterais.
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Observar-se, ainda, redugdo davasculariza-
¢80 no segmento ou lobo envolvido.

A maioriados pacientes é assintomética
e osachados ao examefisico sGo minimos.
As caracteristicas aos estudos de imagem
s80 altamente sugestivas do diagndstico. A
tomografiacomputadorizada (TC) é o mé-
todo de escolha para o diagndstico.

RELATO DOS CASOS

Caso 1

Paciente de 45 anos de idade, sexo fe-
minino, casada, branca, procurou o servi-
¢o médico por apresentar febre e falta de
ar, sem outras queixas. Negava tabagismo
ou uso de drogas. Relatou um episddio de
pneumoniaha 16 anos. Realizou-se radio-
grafia de torax, que demonstrou volumo-
saopacidadejusta-hilar esquerda, acompa-
nhada de reduc&o da trama vascular pul-
monar (Figura 1). Foram solicitados os
exames anteriorese uma TC.

A TC evidenciou lesdo expansiva de
aproximadamente 12,0 x 8,0 x 6,0cm, de

contornos lisos, precisos e lobulados, com
densidade méaxima de 50 unidades Houns-
field (UH), que ndo se impregnou pelo
meio de contraste intravenoso (Figuras 2
e 3). Havia aprisionamento de ar com hi-
perinsuflagdo distal.

A andliseretrospectivadaradiografiade
térax e datomografialinear, realizadasem
agosto de 1984, permitiu aidentificacdo de
brénquios segmentares e subsegmentares
distendidos por muco, com aspecto digiti-
forme, que na ocasido foram considerados
como vasos dilatados (Figuras 4 € 5).

A paciente foi submetida a segmentec-
tomia apico-posterior do |obo superior es-
guerdo. Macroscopicamente, foi identifi-
cada cavidade com paredes de 1,0 a 3,0
mm de espessura, parcialmente septada,
com alguns pequenos recessos, provavel-
mente brénquios periféricos obstruidos.

Caso 2

Paciente de 18 anosdeidade, sexo mas-
culino, branco, solteiro, assintomético. Foi
realizadaradiografiadetorax naavaliagdo
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Figura 6. Caso 2. Pequena opacidade justa-hilar
esquerda, associada a hipertransparéncia do lobo
superior esquerdo.

pré-operatéria de cirurgia corretora de es-
trabismo. Este exame demonstrou uma
peguena opacidade justa-hilar esquerda
com hipertransparéncia periférica asso-
ciada (Figura 6).
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Figura 7. Caso 2. Radiografia em expiragao mostran-
do aprisionamento de ar no lobo superior esquerdo.

Foi realizada radiografia de torax em
expiragdo, que revelou aprisionamento de
ar no lobo superior esquerdo (Figura 7).

A TC detdrax confirmou o achado, de-
monstrando amucocel e do brénquio lobar

Figura 1. Caso 1. Radiografia frontal de torax mos-
trando volumosa opacidade polilobulada justa-hilar
esquerda, com rarefagao das estruturas vasculares
no lobo superior esquerdo.

Figura 2. Caso 1. Tomografia computadorizada de
alta resolugéo de térax mostrando massa justa-hilar
esquerda, com rarefagao das estruturas vasculares
adjacentes e hipertransparéncia.

Figura 3. Caso 1. A lesao tumescente polilobulada
nao apresentou impregnacao pelo contraste endo-
Venoso.

Figura 4. Caso 1. Tomografia linear demonstrando
opacidades justa-hilares em “dedos de luva”.

Figura 5. Caso 1. Radiografia frontal de térax, rea-
lizada ha 16 anos, apresentando hipertransparéncia
e hiperexpansao do lobo superior esquerdo.

Figura 8. Caso 2. Broncocele com formagéo de ni-
vel hidroaéreo justa-hilar esquerdo, com hiperexpan-
sdo do parénquima pulmonar adjacente.

superior esquerdo como uma opacidade
justa-hilar, que ndo sofreu realce ao con-
traste intravenoso, e o enfisema lobar pe-
riférico correspondente (Figura 8). O ma-
nejo foi conservador.
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Caso 3

Paciente de 28 anos de idade, sexo
masculino, branco, solteiro, ha um ano
apresentando chiado no peito e dispnéia
progressiva, atual mente aos médios esfor-
¢os. Sem historico de doencgasrespiratorias
na infancia e de tabagismo.

Ao exame fisico apresentava marcado
hipocratismo digital. A ausculta pulmonar
revelou murmdrio vesicular uniformemen-
te distribuido, sem ruidos adventicios. Pe-
ciente eupnéico.

A radiografia de térax evidenciou opa
cidade nodular justa-hilar aesquerda, com
aproximadamente 4,0 cm de diémetro,
acompanhada de hiperinsuflagdo no terco
superior deste hemitérax (Figuras 9 e 10).

O paciente foi submetido alobectomia
superior esguerda, com a identificacdo de
grande &reacistica, com paredes cinzentas
e trandUcidas, correspondendo a bolha de
enfisema. Adjacente a esta, havia cavida
de contendo material mucdide, que, quan-
do removido, evidenciou bronquio dilata-
do com sua porgéo proximal atrésica. Ha-
via continuidade com avia aérea distal.

DISCUSSAO

Os primeirosrelatos de atresiabrénqui-
ca, naliteratura, foram de Falor e Kyriaki-
des®, em 1949. A impac¢go mucoide foi
reconhecida inicialmente por Shaw, em
1951, seguido por Greer”, em 1952. Em
1953, Ramsay® e Ramsay e Byron® des-
creveram uma série de pacientes com alte-
racBes cisticas nos pulmdes. Entretanto,
apenas em 1963 Simon e Reid® descre-
veram detal hadamente trés casos de atre-
sia brénquica segmentar e estabeleceram
0s critérios diagndsticos.

A representagdo tomografica computa-
dorizada dos achados a0 estudo radiogra-
fico simples de térax foi realizada no tra-
balho de Cohen et al.*, em 1980.

Embriologia

A atresia brénquica € congénita, mas o
momento preciso de sua ocorréncia é dis-
cutivel 219, O mecanismo da atresia ndo
€ conhecido.

O parénquima pulmonar origina-se
como um broto dorsal do mesénquima
entérico. A formacao da &rvore brénquica
ocorre apartir da42 semanadevidaintra-
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Figura 9. Caso 3. Opacidade justa-hilar esquerda, com hiperexpansao do lobo superior esquerdo.

uterina e se completa na 152 semana. Po-
rém, ao nascimento, os alvéolos sdo rudi-
mentares, sendo que aventilagdo é respon-
savel pelo aumento do nimero de alvéo-
los no adulto*®9),

Em analogia ao que ocorre na atresia
intestinal, uma interrup¢do no suprimen-
to sanguineo tem sido postulada como fa-
tor etiol dgico naatresiabrénquica. Segun-
do Bucher e Reid e Curry e Curry, umin-
sulto vascular isquémico ocorrendo apds
a 152 semana de vida intra-uterina expli-
cariaaobliteragdo focal do brénquio, per-
manecendo a &rvore brénquica distal nor-
mal e os alvéolos hipoplésicos 9131419,
Evidéncias que apdiam essa hipdtese in-
cluem a ata freguiéncia de envolvimento
do brénquio lobar superior esquerdo, uma
érea de reconhecida instabilidade no de-
senvolvimento embrionériotardio. Isto, en-
tretanto, ndo explica os casos em que n&o
hé&vestigios de conex&o no segmento atré-
sico e apresencade anomalias associadas,
Como 0s cistos broncogénicos, que se de-
senvolvem precocemente, quando surgem
os brotos brénquicos, sendo propostauma
lesdo isquémicaentre a5? e a15* semanas
de vidaintra-uterina™%2Y, Uma vez que
o sitio da atresia pode apresentar vérios
grausderestosvestigiais, é razoavel supor
gue o insulto vascular possa ocorrer em
diferentes momentos, entre a52 semanade
gestagéo até o desenvolvimento da arvore
brénquica estar completo.

Fisiopatologia

O parénquima suprido pelo brénquio
atrésico ndo se torna atelectésico, mas en-
fisematoso®. O ar atinge o parénquima

através dos canais colaterais de ventilagéo
intra-alveolares (poros de Kohn), bronco-
alveolares(canaisde Lambert) einterbron-
quiolares (Martin)®*2", Esses mecanis-
MOS ocorrem entre 0s segmentos, mas N&o
entre os lobos. A ventilagdo colateral é
menos efetiva na expiracdo do que nains-
piracdo, levando a um alcaponamento sig-
nificativo de ar®,

O brénquio distal a obstrugéo continua
asecretar muco das glandul as submucosas
edas células “ globet”. Esse muco fica co-
letado distalmente a obstrucéo, levando a
dilatacdo progressiva da mucocele brén-
quica. O grau de dilatagc@o depende dapro-
dugdo mucdide e da organizagdo da carti-
lagem da parede do brénquio®2°30),

Achados patoldgicos

O diagndstico patoldgico da atresia
brénquica congénita depende de uma an&
lise cuidadosa do pulm&o ressecado. A
atresia, namaioria das vezes, € segmentar.
O segmento ou lobo envolvido é marcada-
mente enfisematoso e ndo apresenta pig-
mento antracosico, ja que esta parte do
parénguimanuncafoi diretamente ventila-
dal21830-3% Egpessamento pleural, fibro-
se e circulagdo colateral sdo resultado de
infeccBes recorrentes. N&o ha conex&o
com a &rvore brénquica central, apesar de
poder estar presente remanescente de te-
cido fibroso, septo ou membrana®®®. O
brénquio proximal termina em fundo de
saco e as ramificagOes estdo dilatadas.

A mucocele brénquica é delineada por
epitélio ciliado, cuboidal ou colunar, de-
pendendo do grau de distensdo mucosa.
Imaturidade histol 6gica e anormalidades

49



Aspectos radioldgicos da atresia bronquica: relato de trés casos e revisao da literatura

na cartilagem brénquica podem estar pre-
sentes®),
Diagndéstico

A atresiabrénquicaéumamalformacao
congénitaincomum gque envolve quase in-
variavelmente um anico segmento brén-
quico. A maioriados pacientes € jovem no
momento do diagndstico, mas afaixa et&
ria dos casos descritos naliteratura variou
de 2 dias a 41 anos. N&o h& predominan-
ciade sexo™21222430) Majsde doistercos
dos pacientes sio assintométicos®3Y no
momento da apresentacdo. Porém, sinto-
mas de infecgdo, dispnéia e tosse tém sido
relatados®*3Y. Ao exame fisico, ha redu-
¢80 localizada do murmurio vesicular na
érea afetada. Jederlinic et al.® descreve-
ram um caso com deformidade associada
da caixa torécica e outro com hipoplasia
ipsilateral dos musculos peitorais.

Vérias anormalidades tém sido descri-
tas em associagdo com a atresia brénqui-
ca, incluindo sequestro pulmonar, malfor-
mag&o adenomatdide congénita, enfisema
lobar congénito, cistos broncogénicos, de-
feitos pericérdicos, retorno venoso pulmo-
nar andmalo e pulmdes aplésicos®.

O segmento &pico-posterior dolobo su-
perior esquerdo € o mais frequientemente
acometido(1'3*1°'11'14'15'22'24'25'31'37). A aJta
incidéncia de variagBes anatdbmicas nos
brénquios do lobo superior esquerdo su-
gere um alto grau de instabilidade embrio-
I6gica, o que explicaria essa predilegéo
anatdmica.

A fisiopatologia da atresia bronquica
levaaachadosradiol 6gicos caracteristicos.
A radiografia smples de torax, a bronco-
cele é tipicamente identificada como uma
opacidade arredondadaou fusiforme, rami-
ficada, queirradiaa partir do hilo pulmo-
nar, descrita como dedos de luva, cachos
deuva, formadeV ou Y. Ocas onalmente,
hanivel liquido1+22243L38) A hipertrans-
paréncia periférica associada representa a
hiperinsuflacdo do parénquima envolvido
e a correspondente oligoemia. VariagOes
ocorrem e, ocasionamente, ndo € identi-
ficada a opacidade’®. Em pacientes mais
velhos, a broncocele ter4 aumentado o
suficiente, tornando a lesdo tipica

A TC é o método de escolha para o
diagnéstico de atresia bronquica™24%2),
sendo muito sensivel nademonstragéo dos

50

achados tipicos de al¢aponamento de ar,
gue pode claramente ser identificado em
expiracio3), A TC também é Util para
excluir a presenca de massas hilares e de-
monstrar abroncocele, que ndo seimpreg-
na pelo meio de contraste. Adicionalmen-
te, aTC de altaresolucdo permite delinear
e localizar com maior precisdo a bronco-
cele, em virtude da melhor resolucéo es-
pacial edaconstanteidentificagdo dascis-
suras®. A TC espiral com reconstrugio
multiplanar é Gtil nadistincdo entre abron-
cocele e outras lesdes nodulares, incluin-
do malformagdes vasculares“O.

Os coeficientes de atenuag&o ndo sao
Uteis para predizer o contelido dos bron-
quios dilatados, apesar de a baixa densi-
dade (-5 a+20 UH) sugerir contetido mu-
cdide. Entretanto, nimeros de 30 a50 UH
foram encontrados, devidos a secreges es-
pessadas ou tumoragdes®?.

A TC com o uso de meio de contraste
endovenoso exclui anormalidades vascu-
lares, tornando desnecessério o emprego
de angiografia®49,

A broncografia e a broncoscopia tém-
se mostrado incdmodas, dispendiosas e
pouco el ucidativas303L40),

A ressonancia magnética demonstra as
mucoceles brénquicas hiperintensas nas
ponderages em T1 e T2, mas n&o con-
segue definir a hipertransparéncia distal
que évisivel naTC.

As broncoceles podem ser facilmente
diferenciadas das malformagfesvasculares
e de causas adquiridas de obstrugéo brén-
quicaY. Nos casos em que a TC espiral
deixa dlvidas arespeito da perviedade do
brénquio central, a broncoscopia deve ser
considerada®®?.

Considerados no diagndstico diferen-
cial, os cistos pulmonares broncogénicos
e 0 sequiestro intral obar raramente exibem
hi pe” nsufl a(;50(3,4,30,131,410,42,43) .

Tratamento

O tratamento cirdrgico ha muito tempo
ndo é necessério para o diagndstico e, em
pacientes assintométicos, o risco do proce-
dimento supera os possiveis beneficios®,

A segmentectomia ou a lobectomia fi-
cam reservadas aos casos em que hinfec-
¢Oes de repeticao e comprometimento por
compressdo de estrutura parenquimatosa
pulmonar adjacente149),

CONCLUSOES

O achado tomogréfico computadori-
zado de impacgdo mucdide com enfisema
subjacente, eventualmente seguido por
broncoscopia para demonstrar a pervie-
dade do brénquio central, é virtualmente
patognomdnico de broncomucocele se-
cundéria a atresia brénquica congénita.
Nos casos tipicos, ndo ha necessidade de
investigagOes adicionais.

Em pacientes assintométicos, o mane-
jo conservador é atualmente indicado.

REFERENCIAS

1. Ward S, Morcos SK. Congenital bronchial atresia
—presentation of three casesand apictorial review.
Clin Radiol 1999;54:144-8.

2. WilliamsAJ, Schuster SR. Bronchial atresiaasso-
ciated with abronchogenic cyst. Evidence of early
appearance of atretic segments. Chest 1985;87:
396-8.

3. Felson B. Mucoid impaction (inspissated secre-
tions) in segmental bronchial obstruction. Radiol-
ogy 1979;133:9-16.

4. Ko SF, Lee TY, Kao CL, et al. Bronchial atresia
associated with epibronchial right pulmonary artery
and aberrant right middle |obe artery. Br JRadiol
1998;71:217-20.

5. Falor WH, Kyriakides AH. Ectopic bronchi. J
Thorac Cardiovasc Surg 1949;18:252—60.

6. Shaw RR. Mucoid impaction of the bronchi. J
Thorac Surg 1951;22:149-63.

7. Greer AE. Mucoid impaction of the bronchi. Ann
Intern Med 1957;46:506-22.

8. Ramsay BH. Mucocele of thelung dueto congeni-
tal obstruction of segmental bronchus. Dis Chest
1953;24:96-103.

9. Ramsay BH, Byron FX. Mucocele, congenita bron-
chiectasis and bronchogenic cysts. J Thorac Surg
1953;26:21-30.

10. Simon G, Reid L. Atresiaof an apical bronchus of
theleft upper lobe—report of three cases. Br JDis
Chest 1963;57:126-32.

11. Cohen AM, Solomon EH, Alfidi RJ. Computed
tomography in bronchial atresia. AJR 1980;135:
1097-9.

12. Boyden EA. A study of the patterns of the segmen-
tal bronchi and related pulmonary vessels. New
York: MCGraw-Hill, 1955.

13. Bucher U, Reid L. Development of intrasegmental
bronchial tree: the pattern of branching and devel-
opment of cartilage at various stages of intrauter-
inelife. Thorax 1961;16:207.

14. Curry TSIII, Curry GC. Atresiaof thebronchusto
the apical posterior sesgment of theleft upper lobe.
Am JRoentgenol Radium Ther Nucl Med 1966;98:
350-3.

15. Waddell JA, Simon G, Reid L. Bronchid atresiaof
theleft upper lobe. Thorax 1965;20:214-8.

16. Remy-Jardin M, Remy J, Ribert M. Atrésie bron-
chique: critéresdiagnostiqueset considerationsem-
bryologiques. Diagn Interv Radiol 1989;1:45-51.

17. Hisdlop A, Reid L. In: Davis JA, Dobbing J, eds.
Scientific foundations of paediatrics. London: Hei-
nemann Medical Books, 1982.

Radiol Bras 2003;36(1):47-51



18.

10.

20.

21.

22.

23.

24.

25.

26.

27.

Généreux GP. Bronchia atresia: a rare cause of
unilateral lung hypertranslucency. J Can Assoc
Radiol 1971;22:71-82.

Louw JH, Barnard CN. Congenital intestinal atre-
sa observationsonitsorigin. Lancet 1955;2:1065.
Spencer H. Pathology of the lung. New York:
Macmillan, 1962.

WilliamsLE, Murray GF, Wilcox BR. Congenital
atresiaof thebronchus. JThorac Cardiovasc Surg
1974,68:957-61.

Wilson EB, Jones RJ. Segmental bronchial atresia
of theleft upper lobe with resultant bronchial mu-
cocele. J Thorac Cardiovasc Surg 1972;63:486—
90.

Lacquet LK, Fornhoff M, Dierickx R, BuyssensN.
Bronchial atresia with corresponding segmental
pulmonary emphysema. Thorax 1971;26:68-73.
OuzidanelL, Benjelloun A, € HajjamM, Ksiyer M,
Abid A. Segmental bronchid atresia—acasereport
and aliteraturereview. Eur JPediatr Surg 1999;9:
49-52.

Oh KS, Dorst JP, White JJ, Haller JA Jr, Johnson
BA, BymeWD. Thesyndromeof bronchial atresia
or stenosiswith mucoceleand foca hyperinflation
of thelung. JohnsHopkinsMed J1976;138:48-53.
Avery ME, Fletcher BD. Thelung anditsdisorders
inthe newborninfant. Philadelphia: WB Saunders,
1974.

Lambert MW. Acessory bronchiole-alveolar com-
munications. J Pathol Bacteriol 1955;70:311-4.

Radiol Bras 2003;36(1):47-51

28.

29.

31

32.

33.

35.

Neu AS et al.

Haller JA Jr, Tepas JJ 111, White JJ, Pickard LR,
Robotham JL. Thenatural history of bronchia atre-
sia. Serial observations of acasefrom birth to op-
erative correction. JThorac Cardiovasc Surg 1980;
79:868-72.

Taner LB, Gmelich JT, Liebow AA, Greenspan RH.
The syndrome of bronchia mucocel e and regional
hyperinflation of the lung. Am J Roentgenol Ra-
dium Ther Nucl Med 1970;110:675-86.

. MengRL, Jensik RJ, Faber LP, Matthew GR, Kittle

CF. Bronchial atresia. Ann Thorac Surg 1978;25:
184-92.

Jederlinic JR, Sicilian LS, Baigelman W, Gaensler
EA. Congenital bronchial atresia. A report of four
casesand areview of theliterature. Medicine (Bal-
timore) 1987,66:73-83.

Coelho BCD, Skaf AY, Maciel Jr FS, Bergamaschi
CV, FariaGS, VegaHO. Atresiabronquica: relato
de um caso e revisdo da literatura. Radiol Bras
1995;28:339-41.

Fusonie D, Molnar W. Anomalous pulmonary
venousreturn, pulmonary sequestration, bronchial
atresia, aplastic right upper lobe, pericardial defect
and intrathoracic kidney. An unusual complex of
congenital anomaliesin one patient. Am J Roent-
genol Radium Ther Nucl Med 1966;97:350-4.

. Hanna EA, Vattanapat S, Derrick JR. Congenital

lobar emphysema with bronchial atresia. Ann
Thorac Surg 1969;7:357-61.
Culiner MM. Collatera ventilation and the hyper-

36.

37.

39.

41.

42.

43.

lucent lung. Am J Med 1964;36:395-403.

Tsuji S, Heki S, KobaraY, Sato A. The syndrome
of bronchia mucoceleand regional hyperinflation
of the lung. Report of four cases. Chest 1973;64:
4447,

Warner JO, Rubin S, Heard BE. Congenital lobar
emphysema: acasewith bronchial atresiaand ab-
normal bronchial cartilages. Br JDis Chest 1982;
76:177-84.

. CarlsonV, Martin JE, Keegan M, Dailey JE. Roent-

genographic features of mucoid impaction of the
bronchi. Am JRoentgenol Radium Ther Nucl Med
1966;96:947-52.

Remy-Jardin M, Remy J, Ribert M, Gosselin B.
Bronchial atresia: diagnostic criteriaand embryo-
logic considerations. Rev Im Med 1989;1:53-9.

. Pugatch RD, Gale M E. Obscure pulmonary masses:

bronchial impaction revealed by CT. AJR 1983;
141:909-14.

Beigelman C, Howarth NR, Chartrand-Lefebvre C,
Grenier P. Congenital anomalies of tracheobron-
chia branching patterns: spiral CT aspectsin adults.
Eur Radiol 1998;8:79-85.

Finck S, Milne ENC. A case report of segmental
bronchial atresia: radiologic evaluation including
computed tomography and magnetic resonance
imaging. J Thorac Imaging 1988;3:53-7.

Rossoff LJ, Steinberg H. Bronchial atresia and
mucocele: areport of two cases. Respir Med 1994;
88:798-91.

51



