CAS CLINIQUE/CASE REPORT

INFLAMMATIONS PULMONAIRESINTRAPARENCHYMATEUSES
PSEUDOTUMORALESAVEC REGRESSION SPONTANEE

Antoine CHECRALLAH®, Moussa RIACHI? Samy SLABA®

Checrallah A, Riachi M, Slaba S. Inflammations intraparen-
chymateuses pseudotumorales avec régression spontanée.
JMéd Lib 2005 ; 53 (4) : 229-233.

Checrallah A, Riachi M, Slaba S. Inflammatory pseudotumors
of the lung with spontaneous regression. Leb Med J 2005 ; 53
(4) : 229-233.

RESUME : Les pseudotumeurs inflammatoires pul-
monair es peuvent souvent préter a équivoque a cause
d’un manque de spécificité de leur symptomatologie
et deleur possible confusion clinique et radiologique
avec un carcinome pulmonaire. Le diagnostic néces-
site un spécimen anatomo-pathologique et il n'est le
plus souvent établi qu’en postopératoire.

Nousrapportonsle cas d’'un homme de 65 ans qui
s est présenté avec une toux, dyspnée et hémoptysie
d’installation subaigué.

L’imagerie a montr é plusieur s opacités pulmonaires,
irrégulieres, suspectes, bilatérales. Labiopsie per cuta-
née sous scanner del’un desnodulesa montré des chan-
gements compatibles avec une pseudotumeur inflam-
matoir e pulmonair e sans signe de malignité. L esimages
scannographiques pulmonaires, qui avaient rapide-
ment progressé dansun premier temps, ont totalement
régressé par la suite sous ssmple observation clinique.

Larégression totale de ces «imagestumor ales », sans
aucuneintervention thérapeutique, représente dansce cas
un aspect inhabitud del’ évolution de ces pseudotumeurs.

ABSTRACT : Inflammatory pseudotumors of the
lung can be confusing in their presentation because
they lack specific symptoms clinically and can easily
be mistaken for malignancy on imaging studies.
Their definite diagnosis requires pathologic analysis
of tissue which isusually obtained only after surgical
resection of thelesion.

We report herein the case of a 65-year-old man
who presented with recent onset of cough, shortness
of breath and hemoptysis.

CT scan of the chest showed several ill-defined
suspicious densities in both lungs. CT guided needle
core biopsy of one of the nodules showed changes
consistent with inflammatory pseudotumor of the
lung without any evidence of malignancy. The pul-
monary lesions, which had rapidly progressed initial-
ly, resolved completely with simple clinical observa-
tion.

Thetotal regression of the*tumor nodules’ in this
case, without any treatment, illustrates a very unusual
outcome of these pseudotumors.

INTRODUCTION

Les inflammations pulmonaires pseudotumorales re-
présentent une entité relativement rare, peu connue, aux
appellations variées prétant souvent a confusion et sus-
ceptible de conduire a de graves erreurs de diagnostic.

Pour toutes ces considérations, nous avons pensé utile,
notamment en raison de certaines particularités, d gjouter
un cas a ceux déja publiés avec revue de lalittérature.

DESCRIPTION DU CAS

A.N., homme de 65 ans, grand alcoolo-tabagique,
consulte en février 2004 pour géne respiratoire, toux,
hémoptysies matinales et fievre a 38° apparues il y a
troisjours.
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Dans ses antécédents, il rapporte un infarctus myo-
cardique antéro-septal survenu en 2001 et traité par
angioplastie primaire dans les premiéres heures dont il
conserve des séquelles électriques. |l suit depuis un
traitement & base de : Aspirine : 100 mg/j . Atrovasta-
tin: 40 mg/j . Atenolol : 50 mg/j . Vasartan : 80 mg/j.
Comme facteurs de risque cardio-vasculaire, on retient
un tabagisme important (50 cigarettes/jour depuis 45 ans),
une consommation quotidienne d’ alcool excessive (1/2 a
1 litre de whisky /}), une forte obésité : 100 kg pour une
taille de 1,75 cm (BMI 32,7) et une discréte dydipidé-
mie (cholestérol : 2,80 g/l - LDL : 1,75 g/l). Il n'a pas
d'autres antécédents familiaux ou personnels notables.
Au décours de son infarctus il avait repris progressive-
ment une vie normale, sans toutefois changer significa-
tivement son style de vie.

En avril 2003, il rapporte un épisode de crachats
hémoptoiques consécutifs a un violent acces de toux
gu'il a considéré en provenance de sa « gorge ». Une
radiographie pulmonaire suivie d'un scan thoracique
révéla au scan, un petit nodule losangique de 10 x 5 mm.

Cet épisode hémoptoique demeura isolé, sans lende-
main. Prenant en considération les souhaits du patient et
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I” aspect peu alarmant du nodule, toute exploration com-
plémentaire fut différée. Il lui fut conselllé d’ arréter radi-
calement le tabac puis de refaire des radios de contréle
guelques semaines plus tard. Ce qu'il ne fit pas sous le
suave prétexte qu'il N’ avait pas arrété de fumer.

A I'examen physique, le patient apparait en bonne
santé relative. Il n'y a pas d' autres signes fonctionnels.
Les extrémités et les |évres sont |égérement cyanosées.
L auscultation cardiaque est normale. L’abdomen est
souple sans hépato-splénomégalie. Il n'y a pas d’ adéno-
pathies palpables. A |’ auscultation pulmonaire, des réles
bronchiques diffus sont présents sans mise en évidence
d’un foyer de consolidation.

Les examens sanguins et urinaires s avérérent nor-
maux. L'ECG est inchangé.

A la nouvelle radiographie thoracique et au scan on
note une opacité irréguliére avec infiltrat au niveau dela
région externe du segment apical du lobe inférieur droit
de 3 cm de grand axe (Fig. 1) et une opacité similaire de
2 cm au niveau du segment antérieur du lobe supérieur
gauche.
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Ficure 1. Opacité tumorale irréguliére de 3 cm du segment
apical du lobe inférieur droit (fleche).

Au vu de ces images une bronchoscopie avec fibro-
aspiration et lavage broncho-alvéolaire fut pratiquée.
Bien qu’' aucune Iésion suspecte n’ était apparue a I’ exar
men bronchoscopique, une biopsie bronchique et trans-
bronchique de I'éperon du LSD qui apparaissait plus
rougedtre et légerement induré et des biopsies bron-
chiques des régions apicale et dorsale du LSG furent
prélevées.

L’examen bactériologique ne décela aucun germe.
L’examen cytologique du lavage broncho-alvéolaire et
du matériel de fibroaspiration ainsi que I’ examen histo-
pathologique des divers fragments prélevés ont montré
quelques remaniements inflammatoires non spécifiques
sans aucun signe de malignité.

La bronchoscopie se compliqua d’un pneumothorax
droit qui fut drainé. Une semaine plus tard, une biopsie
transthoracique du nodule droit a I'aiguille 18 G fut
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entreprise sous contréle scannographique.

L’examen histopathologique des hiopsies a montré
des fragments de parenchyme pulmonaire dont I’ archi-
tecture alvéolaire est globalement conservée, quoique
collabée par endroits en raison de remaniements fibreux.

Les alvéoles étaient revétus de nombreux pneumo-
cytes cuboides de type Il dépourvus d anaplasie nu-
cléaire, d' activité mitotique atypique ou de vacuoles de
sécrétion mucipare. On observait, de surcroit, uninfiltrat
inflammatoire polymorphe de densité modérée riche en
plasmocytes, de localisation principalement péri bron-
chique s étendant aux septae interalvéolaires. Plusieurs
macrophages avéolaires étaient également notés. On
retrouvait, par ailleurs, quelques sidérophages intersti-
tiels, prenant la coloration de Perls. La muqueuse bron-
chique, 1a ou elle était représentée était de type respira
toire cilié sans atypies. Les lymphatiques interstitiels
contenaient plusieurs macrophages chargés d'un pig-
ment noirétre d'anthracose. Il n'a pas été retrouvé de
zone de nécrose tumorale ni de granulomes épithélioides

(Fig. 2).

FIGURE 2. Zone parenchymateuse remplacée par un dense infiltrat
riche en plasmocytes, histiocytes et cellules myoépithéliales
En médaillon : denseinfiltrat cellulaire polymorphe respectant
lastructure bronchique (fléche) (HE x 200).

L'immunomarquage a confirmé les observations
histopathol ogiques. En effet, |es pneumocytes sont réac-
tifs aux anti-cytokératines de large spectre (AE1-AE3),
aux anti-Ber-EP4 et aux anti-TTF1 et ces marqueurs ne
révélent pas de cellules épithéiales infiltrantes extra
alvéolaires. Les myaofibroblastes étaient pour leur part
marqués par |'actine musculaire lisse, I’ actine muscu-
laire spécifique et la desmine. Les cellules inflamma-
toires étaient marquées par |’ antigéne leucocytaire com-
mun (LCA) et les marqueurs des cellules B (CD79a),
T (CD5) ou des macrophages (CD68) selon leur nature
(Fig. 3). Il n'apas été retrouvé de signe de malignité.

Le diagnostic de pseudotumeur inflammatoire pul-
monaire a été retenu.

Aucun traitement ne fut prescrit et I'évolution cli-
nique fut favorable avec la disparition rapide des hémo-
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Ficure 3. a. Epithélium bronchique et reliquats épithéliaux alvéolaires (fleche) marqués aux anti-cytokératines.
b. Nombreux plasmocytes marqués aux anti-CD79a. c. Myofibroblastes marqués aux anti-actines musculaires lisses avec un controle
interne négetif (vaisseau). d. Macrophages (fléche) marqués aux anti-CD68 (Immunoperoxidase x 200).

ptysies, de latoux et de la dyspnée en quelques jours.

Une radiographie et un nouveau scanner thoracique
de contrdle furent effectués 3 mois plus tard. L’'image
« tumorale » avait disparu ainsi que I'image nodulaire
apicale (Fig. 4). Persistait un infiltrat minime du lobe
droit en voie de résolution qui a totalement disparu un
mois plus tard.

Le patient est toujours asymptomatique. Il semble
avoir arrété de fumer.

DISCUSSION

Bien que décrites des 1939, une confusion persiste
dans I’ appellation de ces pseudotumeurs : histiocytome,
xanthome fibreux, xanthogranulome, tumeur myofibro-
blastique inflammatoire, granulome plasmocytaire.

Umiker et Iverson [1] regroupent toutes ces lésions
sous le terme d'inflammations pseudotumorales vu
gu’elles simulent cliniquement et morphol ogiquement
une tumeur bien gqu’ histologiquement elles soient consti-
tuées de cellules inflammatoires diverses, fibroblas
tiques ou myofibroblastiques sans caractére de mali-
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FIGURE 4
CT scan thoracique aprées une évolution de 3 mois
montrant une résolution compléte
des images « tumorales ».
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gnité. Bahadori et Liebow [2] préférent ladésignation de
« plasma cell granuloma » en raison de la prédominance
habituelle des plasmocytes dans les piéces examinées.

Quoiqu'il en soit leur fréquence est rare. Elle oscille
entre 0,04 et 0,7% des tumeurs pulmonaires. Il n’'existe
pas de prédilection pour un sexe ou une ethnie. Plus de
lamoitié des cas sont observés avant 40 ans et 15% entre
let10ans.

L’ étiologie de ces pseudotumeurs reste inconnue. Elle
a été attribuée a un déréglement métabolique cellulaire
entrainant une croissance exagérée des cellules suite a
une infection pulmonaire virale ou a une réaction anti-
gene/anticorps. On a spéculé sur le role des micro-orga
nismes infectieux, mais aucune bactérie n'a été jusgque-
|a identifiée dans les tissus réséqués bien qu’un épisode
d'infection respiratoire soit retrouvé dans 1/3 des cas, ce
qui semble étre également le cas dans notre observation.
Le role du tabac dans la pathogenése de ces Iésions n'a
pas été invoqué.

Ces pseudotumeurs ne sont pas confinées aux pou-
mons mais peuvent se rencontrer dans d’ autres organes
comme le cerveau, la vésicule, I'estomac, le rétropéri-
toine, lesreins, les méninges et le foie, posant réguliére-
ment, selon les cas, des problémes diagnostiques a la
biopsie qui ne montre que des cellules inflammatoires,
non spécifiques[3].

Généralement solitaires, les pseudotumeurs pulmo-
naires peuvent étre multiples et méme bilatérales[4]. Ce
qui fut noté dans notre cas.

Macroscopiquement, elles apparaissent comme des
tumeurs bien délimitées dont la taille moyenne est de
3 cm, mais non encapsul ées, de consistance plutét dure,
de couleur blanc jaunétre et grisitre ala coupe. Des cal-
cifications ou excavations intratumorales sont rarement
observées [5].

La plupart siegent dans le parenchyme pulmonaire
mais peuvent se développer dans la lumiére bronchique,
ce qui peut les rendre accessibles ala bronchoscopie [6].
Moins de 5% envahissent le médiastin, la paroi thora-
cique, le diaphragme, les vertébres ou des vaisseaux de
voisinage [7].

Microscopiquement, ces pseudotumeurs, consistent
en un mélange de fibroblastes, de myofibroblastes, de
tissu fibreux, de cellules inflammatoires incluant des
lymphocytes, des histiocytes, des cellules géantes, des
macrophages, des neutrophiles, des éosinophiles, des
mastocytes et souvent un grand nombre de plasmocytes.

Selon le type de cellules prédominantes on les classe
en pneumonie organisée avec réaction fibroblastique,
histiocytome fibreux ou lymphoplasmocytome.

Le diagnostic différentiel histopathologique peut se
poser avec une bronchiolite oblitérante avec pneumonie
organisée (BOOP), cependant, la présence de bouchons
de cellules fusiformes dans les bronchioles terminales
(corps de Masson) et la préservation relative de |’ archi-
tecture pulmonaire préexistante sont en faveur de cette
derniére entité. Certains syndromes lymphoprolifératifs
de bas grade (lymphome du MALT, maladie de Walden-
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strém, plasmocytome) peuvent aussi préter a confusion
histol ogiquement avec lavariante lympho-plasmocytaire
des pseudotumeurs, surtout si les échantillons tissulaires
sont de petite taille. Des critéres morphologiques exis-
tent pour tenter de séparer ces différentes entités, mais
c'est surtout le contexte clinique et I’analyse immuno-
histochimique ou moléculaire des chaines légéres d'im-
munoglobuline qui sont le plus utiles dans ce contexte.
En effet, les lymphomes pulmonaires de bas grade sont
d’'une part trés souvent secondaires, survenant dans le
cadre d'une pathologie lymphomateuse déja caractéri-
sée ; d'autre part, les cellules plasmocytoides qui les
constituent sont presque toujours monoclonales aors
gu’ elles sont invariablement polyclonales dans | es pseu-
dotumeurs.

La symptomatologie clinique est peu spécifique avec
toux, hémoptysie, dyspnée ou fievre [8]. Tel fut le casde
notre patient. Un hippocratisme digital a été rapporté,
régressif aprés résection de la tumeur. Enfin, les pseudo-
tumeurs se présentent parfois par une fatigue générale
avec anorexie et amaigrissement ou un syndrome infec-
tieux pseudo grippal.

Dans 50% des cas environ le diagnostic débute a par -
tir d'une découverte radiologique fortuite, sous forme
d’un nodule ou d un foyer simulant une tumeur maligne.

L’ aspect radiologique est par ailleurs totalement non
spécifique et peut évoquer aussi bien une pneumopathie
desguamative, qu’ une bronchiolite oblitérante avec pneu-
monie organisée (BOOP), une pneumonie atypique, un
infarctus pulmonaire ou autre [9-10].

Les examens de laboratoire ne sont pas d’un secours
diagnostique déterminant.

Rarement la bronchoscopie est utile, en raison du
siege ordinairement intraparenchymateux de ces |ésions.

La ponction biopsie transthoracique est souvent déce-
vante, insuffisante, voire trompeuse [11] et la tendance
actuelle va vers une résection chirurgicale, a des fins
diagnostiques et thérapeutiques. La chirurgie vidéo
assistée par thoracoscopie (VATS), dans des mains
entrainées, offrirait moins de morbidité, mortalité [12].

L’ évolution de ces pseudotumeurs est variable.

Typiquement les lésions sont stables ou progressent
lentement et sont de bon pronostic. A I'inverse, un
accroissement de volume peut devenir dangereux par
son envahissement compressif local ; des cas de déces
par compression médiastinale ont été rapportés. Dans de
rares cas d'évolution clinique initialement indolente,
I" apparition de tumeurs biphasiques associant sur le plan
microscopique un histiocytofibrome malin a une pseu-
dotumeur inflammatoire a suggéré la possibilité de
transformation maligne de cette entité [13].

Enfin, les cas de régression spontanée sont trés rares,
ce qui confére a notre observation plus de singularité
mais rend sceptique quant a certains succes enregistrés
apres radiothérapie, corticothérapie ou immunosuppres-
sion.

En conclusion, les pseudotumeurs pulmonaires,
guoique peu fréquentes, sont de plus en plus reconnues
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surtout pour leur capacité a mimer des néoplasies
malignes. Leur diagnostic peut exceptionnellement étre
porté sur biopsie transthoracique, mais celle-ci peut étre
trompeuse ou faussement rassurante. Hormis de trés
rares cas de résolution spontanée, le traitement chirurgi-
cal consistant en |’ exérése de la tumeur, du lobe ou par-
fois méme d’ un poumon demeure le traitement de choix,
moyennant quoi |e pronostic est rassurant.
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