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Trakeobronkopatia Osteokondroplastika: IKi

Olgu Nedeniyle

OLGU SUNUMU

Tracheobronchopatia Ostecondroplastica: Two Cases Studies

Ozet

Ayse Baha, Tugba Kérli, Nurdan Kéktirk, Haluk Torktas

Abstract

Trakeobronkopatia Osteokondroplastika (TO) trakea
ve brons submukozasinda kemik ve kikirdak nodille-
rin varligr ile karakterize, nadir gérilen, benign bir
durumdur. Hastalik daha cok 50 yas Gzeri erkeklerde
gorilir ve cogu zaman asemptomatiktir. Bazi olgu-
larda sik tekrarlayan enfeksiyonlar gérilebilirken bazi
olgularda brongial agin duyarlilik veya hemoptizi
izlenebilir. Bu olgu sunumunda TO teshisi koyulan iki
hastanin  fiberoptik bronkoskopik (FOB), klinik ve
radyolojik &zellikleri tarigilmigtir. Yirmi yaginda kadin
olgu, 2,5 yildir olan kuru ksirik sikayeti ile bagvur-
du. Solunum fonksiyon testi normaldi. Toraks bilgisa-
yarli tomografisinde (BT), trakea ve ana bronglarda
trakea posterior membraninin  korundugu yaygin
kalsifikasyonlar goérildi. FOB’da tom trakeal hat
boyunca multipl, beyaz renkli polipoid yapilar izlendi.
Olgu inhaler steroid tedavisi altinda semptomsuz
olarak izlenmektedir. Hemoptizi sikayeti ile bagvuran
52 yaginda kadin hastanin Toraks BT’sinde trakea
[tmeninde yaygin nodiler gérinim izlendi. FOB’da
endobrongiyal lezyon izlenmedi ancak tim trakeal
hatta mukozadan kabarik, beyaz renkli lezyonlar
goruldi. Hasta hemoptizi tekrari olmadan izlenmek-
tedir.

Anahtar  Sézcikler:  Trakeobronkopatia  Osteo-
kondroplastika, Hemoptizi, Kronik Oksurik, Fiberoptik
Bronkoskopi.

Tracheobronchopathia Osteochondroplastica (TO) is
a rare, benign condition characterized by the pres-
ence of bony and cartilaginous nodules in the tra-
cheal and bronchial submucosa. Tracheobroncopatia
Osteocondroblastica is usually asymptomatic and
particularly affects men above 50 years of age. Pa-
tients may present with recurrent infections, symptoms
of bronchial hyperresponsiveness and with hemopty-
sis. Here, two patients with tracheobronchopatia
ostecondroplastica are discussed regarding fiberoptic
bronchoscopic, radiologic and clinical features of the
disease. A-20-year-old female patient presented to
our clinic with symptom of dry cough which had been
present for 2,5 years. Pulmonary function test were
found to be normal. Thorax CT revealed diffuse calci-
fications in trachea and main bronchi with preserved
posterior membrane. Multiple, polypoid and white-
colored lesions were detected in all tracheal area
with fiberoptic bronchoscopy. Patient is being fol-
lowed asymptomatic under inhaler steroid therapy. A-
52-year-old female patient admitted to our clinic with
symptom of hemoptysis. Thorax CT revealed diffuse
tracheal nodules. Polypoid white-colored lesions were
detected in tfracheal submucosa with fiberoptic bron-
choscopy. The patient is being followed without re-
currence of hemoptysis.

Key words: Tracheobronchopathia Osteochondro-
plastica, Hemoptysis, Chronic Cough, Fiberoptic
Bronchoscopy.
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Trakeobronkopatia Osteokondroplastika (TO), trakea ve
brong limeni icine dogru gelisen, kemik, kartilaj, hema-
topoetik doku ve kalsifiye aselliler protein matriks kombi-
nasyonundan olusan, 0,1-1,0 cm boyutlarinda submuko-
zal nodillerle karakterize, benign zellikli, etyolojisi bilin-
meyen ve nadir gorilen bir hastaliktir. Yillik insidansi
<0,2/100.000 olarak bildirilmektedir. Her 1000 bron-
koskopinin 1’inde TO tespit edilmektedir (1). Genellikle
yasamin 6.-7. dekatlarinda gérilmekle birlikte 9 yasinda
bir olgu da bildirilmistir (2). Hastalarin ¢cogu asemptoma-
tik seyreder ancak hastalik ilerleyip hava yolu stenozu
gelismeye basladiginda kronik 8ksirik, ses kisikligi, disp-
ne gibi yakinmalar geligebilir (3). Bu yazida akciger ya-
kinmalar nedeniyle yapilan tetkikler sonucunda tani ko-

yulan iki TO olgusu sunulmustur.

OLGU
Olgu 1: Yirmi yaginda kadin hasta 2,5 yildir devam eden

kuru oksirik ve nefes darligr yakinmalar ile bir saglik
kurumuna basvurmus. Hasta yapilan toraks bilgisayarli
tomografi incelemesinde lezyon saptanmasi Uzerine Mart
2012 tarihinde merkezimize basvurdu. Ozgecmisinde
astim nedeni ile inhaler tedavi kullanimi diginda bir ézellik
yoktu. Basvuru sirasinda viicut sicakhigi: 36,5°C, nabiz:
86/dakika, solunum sayisi: 20/dakika, kan basinci:
110/60 mmHg, oda havasinda SaO2: %98 olarak kay-
dedildi. Fizik muayenede bir ézellik saptanmadi. Arka-6n
akciger grafisinde patolojik bulgu izlenmedi. Rutin labo-
ratuvar incelemesinde hemoglobin: 11,9 g/dL (12,5-
16,5 g/dl), beyaz kire sayisi: 9500 e/ul (4000-10000
e/ul), CRP: 1,31 mg/L (0-6 mg/L), eritrosit sedimentas-
yon hizi: 30 mm/h (0-20 mm/h) olup biyokimyasal ince-
lemeleri normal sinirlar icindeydi. Toraks BT’ de trakeada
ve ana bronglarin ilk T em’ lik alanlarinda yaygin kondral
kalsifikasyonlar, trakea posterior membrani korunmus ve
trakea limeninde nodiler tarzda duzensizlikler izlendi
(Sekil 1 ve 2). Solunum fonksiyon testinde FEV1: %108,
FVC: %97, FEV1/FVC: %97 olup erken reversibilite testi
negatif bulundu. Karbon monoksit difizyon testinde,
DLCO: %93, DLCO/NA: %92, DL Adji: %94,
DL/VA/Adj: %92 olarak &lcildi. Brons provakasyon testi
negatif olarak saptandi. Yapilan fiberoptik bronkoskopi
(FOB) incelemesinde tim trakea boyunca ve ana brong
giriglerinde, én ve yan duvarlarda yerlesim gdsteren,
l[tmene dogru uzanan, mukozasi dizgin, farkh boyutlar-
da beyaz renkli, nodiler lezyonlar gérildu (Sekil 3 ve 4).
Noduler lezyonlardan multipl mukoza biyopsileri ve her iki
sistemden brong lavaji alindi. Brong lavaji sitolojisi nétrofil,

|6kosit ve alveoler makrofajlardan zengindi ve mukoza
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biyopsisinden patolojik olarak spesifik tani elde edilemedi.
Hastanin brong lavaji mikrobiyolojik incelemesinde ARB
(aside rezistan basil) gérilmedi, tiberkiloz PCR (polyme-
rase chain reaction) negatifti ve tiberkiloz kiltirinde
Ureme olmadi ancak nonspesifik kiltirinde Klebsiella
Uremesi saptanarak amoksisilin-klavulanat  (3x1) oral
tedavisi baglandi. Toraks BT ve fiberoptik bronkoskopi
bulgulan ile TO tanisi koyulan hasta kisa etkili beta2

agonist ve inhaler kortikosteroid kombinasyonu ile polik-

linik kontroly &nerilerek taburcu edildi.

Sekil 1: Toraks BT mediasten kesitinde, trakea duvarinda yaygin
kondral kalsifikasyonlar (ok).

Sekil 2: Toraks BT mediasten kesitinde, trakea posterior membranin

korunmus ve trakea limeninde noduler tarzda dizensizlik (ok).

Olgu 2: Elli iki yasinda, sigara icmeyen kadin hasta
Agustos 2010 tarihinde hemoptizi nedeniyle bagvurdugu
bir saglk merkezinde 8 gin yatarak tedavi gérmis. Bu
merkezde hastaya FOB yapilmis. Trakeada lezyon sapta-
nan ancak tani elde edilemeyen hasta Aralik 2010 tari-
hinde merkezimize bagvurdu. Hastanin soy ge¢misinde bir
dzellik yoktu. Ek hastalik olarak hipertansiyonu olan has-
tanin basvuru sirasinda viicut sicakhgr 36,7°C, solunum

sayisi: 24/dakika, nabiz: 98/dakika, kan basinci: 130/85

2



Trakeobronkopatia Osteokondroplastika: iki Olgu Nedeniyle | Baha et al.

mmHg, oda havasinda SaO,: %94 olarak slcildy. Fizik
muayenesinde bilateral pretibial ddem (+/+) diginda
patolojik bir bulgu yoktu. Ust solunum yolu patolojisine
sekonder kanama siphesi ile yapilan kulak burun bogaz
muayenesinde patoloji  saptanmadi.  Postero-anterior
akciger grafisinde kardiyotorasik oranda artis disinda
bulgu izlenmedi. Toraks BT’ de trakea limeninde yaygin
nodiler gérinim (Sekil 5 ve 6) ve sag akciger orta lob
medialde 6 mm capinda nodil saptandi. Rutin laboratu-
var incelemelerinde hemoglobin: 14,8 g/dL (12,5-16,5
g/dl), beyaz kire sayisi: 10,400 e/ul (4000-10000 e/ul),
CRP: 12,6 mg/L (0-6 mg/L), eritrosit sedimentasyon hizi:
8 mm/h (0-20 mm/h) olup biyokimyasal incelemeleri
normal sinirlar icindeydi. Solunum fonksiyon testinde
FEV1: %76, FVC: %71,1, FEV1/FVC: %78 saptanan
hastaya FOB yapildi. FOB’ da trakea posterior duvarinin
korunup lateral ve anterior duvarin tutuldugu, ana kari-
naya kadar olan tim trakeal hatta mukozadan kabarik,
beyaz renkli, nodiler lezyonlar izlendi. Her iki bronsial
sistem mukozasi normal gérinimde idi (Sekil 7 ve 8). Bu
lezyonlardan mukoza biyopsisi ve bilateral sistemlerden
brons lavaji alindi. Alinan érneklerden spesifik patolojik
sonu¢ elde edilememesi ve mikrobiyolojik incelemelerde
ARB, tiberkiloz PCR ve tiberkiloz kiltirinin negatif
olmasi Uzerine hastaya toraks bilgisayarli tomografi ve
fiberoptik bronkoskopik bulgular ile TO tanisi koyuldu.
Genel durumunun iyi olmasi ve asemptomatik olmasi
nedeni ile énerilerle taburcu edildi.

TARTISMA

Trakeobronkopatia Osteokondroplastika (TO) trakea ve
brong limeni icine dogru gelisen, kemik, kartilaj, hema-
topoetik doku ve kalsifiye aselliler protein matriks kombi-
nasyonundan olusan submukozal nodillerle karakterize,
benign &zellikli, etyolojisi bilinmeyen ve nadir gérilen bir
hastalikhir (1). TO ilk kez Rokitansky (1855), Luschka
(1856) ve Wilks (1857) tarafindan olgu sunumlarn seklin-
de tanimlanmigtir (4). TO’ nun etyolojisi ve patogenezi
bilinmemektedir. Genellikle 50 yas Uzerinde ve erkeklerde
kadinlara gére 3 kat sk olarak gorolir. Bizim her iki
hastamiz da kadindi. ilk olgumuz 20, ikinci olgumuz 52
yasindaydi.

Klinik olarak hastalar genellikle yakinmasiz olmakla birlik-
te araya giren pulmoner enfeksiyon ve bronsiyal obstrik-
siyonun derecesine bagh olarak kronik &ksirik, hemoptizi
ve dispne gibi yakinmalar gérilebilir (5,6). Bazi hastalar
TO tanisi almadan énce yanlighkla astim tanisi ile izlene-
bilir (7). ilk olgumuzda kuru 8ksirik ve dispne sikéyeti

mevcuttu ve ashim tanisi ile inhaler tedavi kullanmaktayd.
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Ancak astima yénelik yapilan reversibiliteli solunum fonk-
siyon testi ve sonrasinda yapilan brons provakasyon testi
negatifti. Ikinci olgumuzda hemoptizi sikéyeti vardi. Ancak
hemoptiziyi agiklayabilecek tomografik pulmoner paran-
kimal lezyon yoktu. Ayrica bronkoskopik olarak trakeal
ltmen disindaki bronsiyal yapilarda hemoptizi yaratacak
bulguya rastlanmadi. Ust solunum yolu patolojilerine
sekonder kanama siphesi ile yapilan kulak burun bogaz

muayenesi de normaldi.

Sekil 3 ve 4: Fiberoptik bronkoskopik incelemede, lateral ve anterior
trakel duvarda multipl, mukozadan kabarik, beyaz renkli, noduler lezyon-
lar.

Trakeobronkopatia osteokondroplastikanin ayirici tanisin-
da tiberkiloz, endobronsiyal sarkoidoz, santral pulmoner
kondroid hamartoma, osteokondrom ve trakeobronsiyal
amiloidoz duginilmelidir (7). Olgularimizin brons lavaiji
incelemelerinde aside rezistan basil (ARB) negatifti ve
tiberkiloz kiltirlerinde Ureme olmadi. Mukoza biyopsi
drneklerinin histopatolojik incelemesinde sarkoidozu du-

sGndUrir non-nekrotizan grantomatéz lezyonlar saptan-
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madi ve Congo-red (Kongo kirmizisi) boyama ile amiloi-
doza spesifik gérinim ile hamartom ve osteokondromu

disindirir bulgular izlenmedi.

Sekil 5: Toraks BT mediasten kesitinde, trakea lateral ve anterior duvar-

larinda kalsifikasyon (ok).

Sekil 6: Toraks BT mediasten kesitinde, ana karina hizasinda duvar

kalsifikasyonlari (ok).

TO tanisinda altin standart yéntem bronkoskopidir. Hava-
yollarinin anterolateral duvarinda sert, mukozaya tutun-
mus nodiller seklinde gérilir. Yizde 75 oraninda trake-
anin 2/3 alt kismi ve ana bronslarin girigleri tutulur. Tipik
olarak trakea posterior duvar ve larenks tutulumu géril-
mez (1,8). Bizim hastalarimizda da trakea posterior duvar
korunmustu, én ve lateral duvarlarda sert, mukozadan
kabarik nodiller izlendi. Ancak her iki olgumuzda da
bronsiyal sistemlerde bir tutulum yoktu.

Solunum fonksiyon testleri, orta ve agir dereceli luminal
obstriksiyon olmadigi sirece normaldir. Semptomatik
hastalarda FEV1/FVC ve FEV1 dizeylerinde azalma géri-
lebilir (3,7). ik olgumuzun solunum fonksiyon testi normal
sinirlar icindeydi, ikinci vakamizda hafif dereceli restriksi-
yon saptandi.
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Sekil 7 ve 8: Fiberoptik bronkoskopik incelemede, trakeal duvarda ¢ok

sayida, mukozadan kabarik, nodiler lezyonlar.

TO histopatolojik olarak hiicreden yoksun kalsifiye (kalsi-
yum fosfat) protein matriks ve kartilaj, kemik, kan eleman-
lar iceren submukozal nodillerle tanimlanan benign bir
durumdur (1,8). Bozukluga siklikla mukozal kolumnar
epitelin skuaméz metaplazisi eglik eder (9). Bizim hastala-
nmizda histopatolojik ézellik saptanmadi.

Radyografik bulgular degiskendir. Direkt akciger grafisi
genellikle normaldir ancak nadiren enfeksiyona sekonder
konsolidasyon, atelektazi, trakeal nodilarite ya da daral-
ma izlenebilir. Ozellikle yan grafide trakeobronsiyal agac-
ta kalsifikasyon gérilebilir (9). BT de havayollarnin 6n
ve yan duvarlarinda dizensiz kalsifikasyonlar iceren no-
diller “beaded appereance”, hava yolu kenar dizeni
bozuklugu izlenir (10,11). Her iki olguda da toraks BT de
trakea duvarinda dizensizlik ve kalsifikasyon dikkati gekti.
Gecmiste tani genellikle otopsi calismalan sirasinda ko-
nulurken ginimizde bronkoskopi ve bilgisayarli tomog-

rafinin kullanimin artmasiyla kolay tani koyulur hale gel-
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migtir (12). TO insidansinin otopsi galismalarinda 1:400
ila 3:1000 arasinda, bronkoskopi calismalannda 1:125
ila 1:6000 arasinda oldugu bildirilmistir (13). En énemli
tanisal yéntemler bronkoskopi ve BT’ dir. BT" de trakea
arka duvarini tutmayan dens submukozal nodiler lezyon-
larin saptanmasi ve bronkoskopide trakea 2/3 alt bélim-
de &n ve yan duvarlar tutan, sert, beyaz renkli, dizensiz,
1-6 mm boyutunda ve ¢ok sayida nodillerin izlenmesi ile
tani kesinlesir, bronkoskopik biyopsi genellikle gerekli
degildir (12,14). Her iki hastamizda da trakeobronkopa-
tia osteokondroplastika tanisini patolojik olarak elde
edemedik. Hastalanmizda TO tanmisini tipik bilgisayarls
tomografi ve bronkoskopi bulgularina dayanarak ve ayiri-
c tamda disinilmesi gereken hastaliklan  dislayarak
koyduk.

TO vyavas ilerleyici bir durumdur. Prognozu genellikle
iyidir ve maligniteye dénisme riski yoktur. Van Neirop ve
ark (15), TO tanisi konmug bir hastanin 8 yil sonra tekrar-
lanan bronkoskopi ve solunum fonksiyon testlerinde prog-
resyon saptamadiklarini bildirmiglerdir. TO tedavisi semp-
tomatik ve nonspesifiktir. Tedavi enfeksiyéz komplikasyon-
larin antibiyotikle tedavisi ve obstrikiif lezyonlara yénelik
tedavileri icerir. Ancak semptomatik hastalarda bronkos-
kopik yéntem ile nodullerin rezeksiyonu uygulanabilir
(8,12). ik olgumuzu inhaler kortikosteroid ile taburcu
ettik, ikinci olgumuzu ise asemptomatik olmasi nedeni ile
takibe aldik.

Sonug olarak, TO nadir gérilen bir hastalik olup, BT’ nin
artan siklikta kullanimi ve giderek yayginlasan FOB uygu-
lamalar taniya ulagmayr kolaylaghrmigtir. TO, trakeanin

kalsifik lezyonlarinin ayincr tanisinda disintlmelidir.

CIKAR CATISMASI

Bu makalede herhangi bir cikar ¢atismasi bildirilmemigtir.

YAZAR KATKILARI

Fikir - A.B., T.K., N.K., H.T.; Tasarm ve Dizayn - A.B.,
T.K.,, NK., HT.; Denetleme - A.B., T.K.,, N.K., H.T.; Kay-
naklar - N.K., H.T.; Malzemeler - N.K., H.T.; Veri Topla-
ma ve/veya isleme - A.B., T.K., N.K.; Analiz ve/veya Yo-
rum - N.K., AB., TK.; Literatir Taramasi - A.B., T.K;
Yaziyi Yazan - A.B.; Elestirel inceleme - A.B., N.K., H.T.

KAYNAKLAR

1. Jabbardarjani HR, Radpey B, Kharabian S, Masjedi MR.
Tracheobronchopathia osteochondroplastica: presenta-
tion of ten cases and review of the literature. Lung 2008;

186:293-7. [CrossRef

10.

11.

12.

13.

14.

15.

Simsek PO, Ozcelik U, Demirkazik F, Unal OF, Orhan D,
Aslan AT, et al. Tracheobronchopathia Osteochondro-
plastica in a 9-year-old girl. Pediatr Pulmonol 2006;
41:95-7. [CrossRef

Tukiainen H, Torkko M, Terho EO. Lung function in pa-
tients with tracheobronchopathia osteochondroplastica.

Eur Respir J 1988; 1:632-5.
Nagy |, Fricke D, Duch J, Weis E. Tracheobronchopathia

osteochondroplastica computer tomographie als sinvolle
erganzung endoskopischer und radiologischer diagnostik.

Prax Klin Pneumol 1985; 39:176-9.

Leske V, Lazor R, Coetmeur D, Crestani B, Chatté G,
Cordier JF. Tracheobronchopatia osteochondroplastica:
a study of 41 patients. Medicine (Baltimore) 2007;

80:378-90. [CrossRef

Ekinci GH, Kavas M, Akkitok Ongel E, Hacidmeroglu O,
Burunsuzoglu B, Ozel Y, Yilmaz A. Trakeobronkopatia
Osteokondroplastika. Respir Case Rep 2012; 1:33-6.

[CrossRef]

Hayes D Jr. Tracheopathia osteoplastica misdiagnosed
as asthma. J asthma 2007; 44:253-5. [CrossRef

Molloy AR, McMahon JN. Rapid progression of tracheal
stenosis  associated  with  tracheopatia  osteo-
chondroplastica. Intensive Care Med 1988; 15:60-2.

Mariotta S, Pallone G, Pedicelli G, Bisetti A. Spiral CT
and endoscopic findings in a case of tracheobronchopa-

thia osteochondroplastica. J Comput Assist Tomogr 1997;

21:418-20. [CrossRef

Zack JR, Rozenshtein A. Tracheobronchopatia oste-
ochondroplastica: report of three cases. J Comput Assist

Tomogr 2002; 26:33-6. [CrossRef

Kutlu CA, Yeginsu A, Ozalp T, Baran R. Modified slide
tracheoplasty for the management of tracheobronchopa-
thia osteochondroplastica.

2002; 21:140-2. [CrossRef

Eur J Cardiothorac Surg

Prakash UB. Tracheobronchopathia osteochondroplasti-
ca. Semin Respir Crit Care Med 2002; 23:167-75.

[CrossRef]

Smith DC, Pillai R, Gillbe CE. Tracheopathia osteochon-
droplastica: a cause of unexpected difficulty in tracheal

intubation. Anaesthesia 1987; 42:536—-8. [CrossRef

Baran A, Gingdr S, Unver E, Yilmaz A. Trakeobronkopa-
tia osteokondroplastika: bir olgu nedeniyle. Tub Toraks
Derg 2004; 52:183-5.

van Neirop MA, Wagenaar SS, van den Bosch M,
Westerman CJ. Tracheobronchopathia osteochondro-

plastica: Report of four cases. Eur J Respir Dis 1983;
64:129-33.

www. respircase.com


http://dx.doi.org/10.1007/s00408-008-9088-4
http://dx.doi.org/10.1002/ppul.20311
http://dx.doi.org/10.1097/00005792-200111000-00004
http://dx.doi.org/10.5505/respircase.2012.43534
http://dx.doi.org/10.1080/02770900701246782
http://dx.doi.org/10.1097/00004728-199705000-00015
http://dx.doi.org/10.1097/00004728-200201000-00006
http://dx.doi.org/10.1016/S1010-7940(01)01080-6
http://dx.doi.org/10.1055/s-2002-25305
http://dx.doi.org/10.1111/j.1365-2044.1987.tb04049.x

