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KONJENITAL SUBGLOTTIK LARINGEAL HEMANJIYOM:
SUT COCUKLARINDA SOLUNUM SIKINTISININ NADIR
BIR NEDENI

Masallah CANDEMIR', Serap SEMIZ', A. Baki YAGCI’, Binnur TAVASLI”

OZET
Stridor, buytk hava yollarinin kismi tkanikligi sonucu ortaya cikan bir bulgudur. Sut cocuklarinda
stridorun nadir bir nedeni de konjenital subglottik laringeal hemanjiyomdur. Hastalik, ézellikle
infant dénemde ortaya gikan dispne, tekrarlayan obstriktif bronsit, laringeal stridor ve tedaviye
cevap vermeyen pndmoni ile karakterizedir. Benign bir durum olmasina ragmen hizla buytyerek
ciddi solunum sikintisina neden olup 8lumcil seyredebilmektedir. Direkt laringoskopi ile tani
konulabilen bu lezyonun tani ve ayrici tanisinda bilgisayarli tomografi ve manyetik rezonans
goruntileme yéntemleri kullanilabilmektedir. Lokal ya da sistemik steroid, lazer ile ablasyon ve
cerrahi tedavi segenekleri arasindadir. Burada, solunum sikintisi ile bagvuran ve tedaviye yanit ver-
meyen, takibinde konjenital subglottik hemanjiyom tanisi alan bir infant olgu sunulmaktadir.
Anahtar kelimeler: Stridor, dispne, subglottik hemanjiyom

CONGENITAL SUBGLOTTIC LARYNGEAL HEMANGIOMA: A RARE
CAUSE OF DYSPNEA IN INFANT

SUMMARY

Stridor results from partially obstructed airways. A rare cause of stridor in infants is congenital
subglottic hemangioma. It is characterized by dyspnea, recurrent obstructive bronchitis, laryngeal
stridor and pneumonia unresponsive to treatment. Despite a benign condition, it may grow further
and cause serious respiratory distress and death. Direct laryngoscopy establishes the diagnosis.
Computerized tomography and magnetic resonance imaging may be used in the differential
diagnosis of the lesion. Local or systemic steroids, laser ablation or surgery are the choices of
treatment. An infant presenting with respiratory distress, unresponsive to therapy, diagnosed as
congenital subglotftichemangioma is presented in this article.
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Konjenital Subglottik Laringeal Hemanjiyom:
Siit Cocuklarinda Solunum Sikintisinin Nadir Bir Nedeni

GIRIS

Kaba, gurultila ses olarak tanimlanan stridor,
kismi olarak tikanan havayolundan hizla gegen
havanin olusturdugu tiirbiilans sonucu ortaya cikar
D).

Laringomalazi, glottik veb, subglottik stenoz
larinks diizeyinde obstriksiyon yapan konjenital
anomalilerdir (2). Konjenital subglottik laringeal
hemanjiyom (KSLH) ise nadir goérilen anomali-
lerdendir ve tiim konjenital laringeal anomalilerin %
1.5" ini olusturmaktadir (3). Konjenital Subglotik
laringeal genel olarak benign seyirlidirler ancak gerek
yerlesim yeri ve gerekse proliferatif dosnem boyunca
hizla biytytp ilerleyici hava yolu tikanikligi yap-
malarindan dolay1 6limle sonuglanabilmektedirler
(4).

Bu yazida solunum sikintisi ile bagvuran ve
laringeal stridoru olup takibinde KSLH tanisi alan bir
infant sunulmustur.

OLGU

Oncesinde sikayeti olmayan 2 aylik erkek hasta
solunum sikintis1 yakinmasi ile klinigimize sevk edildi.
Oykisiinden, solunum sikintisi ve hirilt1 yakinmasinin
yaklagik 10 giin 6nce bagladig1 ve bagvurdugu hasta-
nede brongiolit tanisi ile yatirilarak tedavi edildigi
ancak tedaviye yanit alinamamasi tizerine hastane-
mize sevk edildigi 6grenildi.

Ozgecmisinde 6zellik bulunmayan olgu fizik mu-
ayenede; huzursuz gérunumde idi. Solunum sayisi
62/dakika, kalp tepe atimi 124/dakika, koltuk alt1 atesi
36.7 'C olan olgunun her iki akcigeri solunuma esit
katiliyordu, solunum sesleri kaba, inspiratuar fazda
daha belirgin olmak tizere hem inspiratuar hem de
ekspiratuar solunum giicliigii vardi. Interkostal ve
subkostal c¢ekilmesi olan hastada karaciger kot
kavsinden itibaren 2 cm olarak ele geliyordu. Dolagim
ve diger sistem muayeneleri normal idi.

Laboratuvar incelemelerinde; hemoglobin: 13.5
gr/dl, hemotokrit: % 41, beyaz kiire sayist: 11.100/mm°,
trombosit sayisi: 501.000/mm’, periferik yaymada % 56
parcall, % 44 lenfosit gorilda. Na: 141 mEq/L, K: 4.3

Resim 1: Trakeal hava pasajini posterior ve lateral alandan
daraltan kitle lezyonu (hemanjiom)

mEq/L, Cl: 104 mEq/L, AST: 34 IU/L, ALT: 28 IU/L idi.
Tam idrar tetkiki ve kan gazi incelemesi normal olan
olgunun akciger grafisinde patolojik bulgu saptan-
mad.

Brongiolit ve akut laringotrakeobronsgit 6ntanilar:
ile oksijen, beta agonist, soguk buhar ve nebulizer
adrenalin tedavisine baglanan olgunun izleminde
tedaviye yanit alinamamasi ve stidorun daha da belir-
ginlesmesi Gzerine tek doz steroid tedavisi yapild: ve
bu tedaviye kismi yamit alindi. Olguda glottik ve
supraglottik konjenital anomalileri diglamak amaciyla
kulak burun bogaz tarafindan endoskopik larinks
muayenesi yapildi ve vokal korttan 0.5 cm agagida,
subglottik bolgede sag lateral duvarda hava akigini
kismen daraltan mor renkte bombelik tespit edildi.
Bunun uzerine ¢ekilen boyun bilgisayarli tomografi
tetkikinde; sag subglottik alanda liimeni posteriordan
daraltan ve kalinligi 3 mm' ye ulagan Kkitle lezyonu
(hemanjiom) saptandi (Resim 1). izlenimde solunum
glicligli artan hastaya 2 mg/kg/giin dozunda oral
prednizolan tedavisi baglandi. Semptomlari gerileyen
olgu subglottik hemanjioama yoénelik gerekebilecek
olas1 tedavi segenekleri agisindan, bu tedavilerin uy-
gulanabildigi st merkeze sevk edildi.

TARTISMA
Stridor; saatler icinde ortaya ¢ikan akut stridor ve
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ginler, haftalar icinde ortaya c¢ikan subakut veya
kronik stridor olmak uzere ikiye ayrilir (5). Akut
stridorda; hizli tan1 ve tedavi gerekmektedir ve enfek-
siyon (epiglottit, akut laringotrakeobronsit), aspi-
rasyon, retrofarengeal apse, subglottik veya glottik
kitle olmak tizere etyolojide az sayida neden bulunur.
Kronik veya subakut donemde ortaya ¢ikan stridor ise
daha ¢ok konjenital anomalilere bagh olarak ortaya
cikmaktadir (4,6).

Kronik veya subakut stridorun bir nedeni de nadir
gorulen vaskiler bir malformasyon olan KSLH'dur
(4,7). Konjenital subglotik laringeal hemanjiyom tiim
laringeal anomalilerin yaklagik %1.5' ini kapsamak-
tadirlar (3). Erkeklerde kizlarda kiyasla iki kat daha
fazla gorilmekte ve bas boyun bélgesine lokalize olan
bagka vaskiler lezyonlar ile birlikte olabilmektedirler
(1,2). Submukazal yerlesimli olan bu lezyonlar, histolo-
jik olarak endotelial hiperplazi ile karakterize olan
kapiller hemanjiomlardan olugsmaktadir (1,3). Olgu-
muzda uzamig stridor mevcuttu ve eglik eden bagka
vaskiiler malformasyon yoktu.

Hastalik, klasik olarak hayatin 6. ayinda ortaya
¢tkan solunum sikintisi ve stridor ile karakterizedir
(2,4). Ancak literatiirde daha erken déonemde semptom
veren olgularda bildirilmistir (8). Oksiiriik, ses ki-
sikligl, disfaji, kusma, hemoptizi eslik edebilen diger
semptomlardandir ve bu semptomlar daha ¢ok erigkin
hastalarda gorulmektedir (1). Tedavi edilen ve tedavi-
ye kismen yanit alinan hastalarda semptomlarin tek-
rarlamas1 hastalik icin tipiktir (3). Hastalik klasik
semptomlarin ortaya c¢iktigi ve ortalama hayatin 6.
ayinda kendisini gésteren hizli biiyime fazi, 6-12.
aylar1 kapsayan duraksama fazi ve yilar i¢inde ta-
mamlanan gerileme fazlarini kapsamaktadir (3).
Konjenital subglotik laringeal hemanjiyomlar genel
olarak benign seyirli olmalarina ragmen boyutlar: ile
deiligkili olarak biiytime fazinda hizla biiytyerek hava
yolu tikanikligina neden olup o6limeciil seyredebil-
mektedirler (9). Erkek cinsiyete olan olgumuzda
literattirde bildirildigi gibi sikayetlerin solunum sikin-
tis1 seklinde baglamasi ve steroid tedavisi ile gerileyip
tekrar ortaya c¢ikmasi tipikti. Ancak farkli olarak

semptomlarin ortaya ¢ikig zaman literatiirde belirti-
len klasik baglama yagindan daha erken idi.

Hastaligin nadir gériulmesi ve yaygin goriilen diger
hastaliklarin klinigine benzemesinden dolay: tani
zordur (10) . Tan1 6yk, fizik muayene, boyun grafisi ve
laringoskopik muayene ile direk gorilerek
konulabilir. Konjenital subglotik laringeal heman-
jiyom da 6n boyun grafisinde daralma tipik olarak
asimetriktir (11). Ciltte eglik eden hemanjiomun ol-
mas1 ve solunum sikintisinin tekrarlamasi durumunda
bronskopi ile tan1 dogrulanmalidir (10). Radyolojik go-
runtiileme yontemleri lezyonun buyuklugi hakkinda
fikir vermekte ve ayrici tanida yardimer olmaktadir
(3,12). Vakamizda tani klinik ve endoskopik larinks
muayenesi ile konuldu ve lezyonun boyutlarini deger-
lendirmek i¢in ise boyun bilgisayarli tomografisi ¢ekil-
di ve tomografide hava pasajini % 80 oraninda daral-
tan hemanjiomla uyumlu gériiniim saptand.

Konjenital subglottik laringeal hemanjiyomda
birgok tedavi segenegi mevcuttur. Lezyonun benign
seyirli olmasi, zaman icinde spontan gerileme gos-
terebilmesi, ayni hastada bircok tedavi seceneginin
kullanilabilmesi ve karsilagtirmali c¢alismalarin
olmamasi nedeniyle ginimiuzde tedavide hentiz bir
gorus birligi yoktur (4). Sistemik olarak ya da lezyon
icine verilen steroid, lazer ile ablasyon, cerrahi ek-
sizyon ve interferon uygulamasi ve bunlarin kombine
kullanimi tedavi segenekleri arasindadir (3). Ste-
roidler etkilerini endotel hiicrelerinde proliferasyonu
stimtile eden reseptorleri bloke ederek gosterirler.
Tedavi kisa stireli yiiksek doz ya da uzun streli dusiuk
doz seklinde uygulanabilmektedir (3,4). Tam yanit
alinamamasi ve uzun dénem kullanimda ortaya ¢ikan
komplikasyonlar bu yontemin dezavantajlaridir (4).
Larinks digina uzanmayan orta buyuklikteki KSLH'
lar intralezyoner steroid tedavisine cevap vermek-
tedirler (6). Submukozaya lokalize olan, tek tarafli
kiiciik lezyonlarda CO0, lazer ile ablasyon kullanila-
bilmektedir. Son yillarda potasyum titanil fosfat lazer
kullanilmaya baglanmigtir. Ancak her iki durumda da
laringeal sternoz énemli bir komplikasyondur (3,4).

Cerrahi tedavi endikasyonlar1 sinirli olmakla
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birlikte cerrahi eksizyon komplikasyonsuz hizli bir
iyilegsme saglamaktadir (13). Steroide cevap vermeyen
buytk lezyonlarda anjiogenezisi inhibe eden inter-
feron uygulamasi bir diger tedavi secenegidir ancak
uzun tedavi suresine ihtiya¢c duyulmasi ve sistemik
yan etkilerinin olmasi bu yéntemin dezavantajlaridir
(3,4). Olgumuzda tanidan sonra sistemik steroid teda-
visi baglandi ve bu tedaviye kismi yanit alindi ancak
gerekebilecek olas1 diger tedavi segenekleri igin
uygulamalarin yapilabildigi bir merkeze sevk edildi.
Sonug olarak bu olguile, subakut ya da kronik stridoru
olan hastalarda, 6zellikle tedaviye ragmen solunum
sikintis1 iyilesmeyen veya tekrarlayan olgularda
ayirict tanida KSLH' un akilda tutulmasi bir kez daha
vurgulanda.

KAYNAKLAR

1. Leung AK, Cho H. Diagnosis of stridor in children. Am Fam Physi-
cian 1999; 60: 2289-2296.

2. Akcay A, Pakdemirli E, Polat A, Topuz B. Siit cocuklarinda solunum
sikintisinin nadir bir nedeni olarak subglottik hemanjiyom ve yiiksek

doz oral metilprednizolon tedavisi. Cocuk Dergisi 2002; 2: 53-56.

3. Goodman TR, McHugh K. The role of radiology in the evaluation
of stridor. Arch Dis Child 1999; 81: 456-459.

Cilt 2 Say1 3 2008

10.

11.

12.

13.

Altman KW, Wetmore RF, Mash RR. Congenital airway abnormalities
in patient requiring hospitalization. Arch Otolaryngol Head Neck
Surg 1999;125: 525-528.

Pransky SM, Canto C. Management of subglottic hemangioma. Curr
Opin Otolaryngol Head Neck Surg 2004; 12: 509-512.

Kilham H, Gillis ], Benjamin B. Severe upper airway obstruction.
Pediatr Clin North Am 1987;34: 1-14.

John SD, Swischuk LE. Stridor and upper airway obstruction in
infants and children. Radiographiss 1992; 12: 625-643.

Ada M, Giiveng MG, Yilmaz S. Infantile supraglottic hemangioma: a
case report. Ear Nose Throat ] 20006; 85:388-391.

Naiman AN, Ayari S, Froehlich P. Controlled risk of stenosis after
surgical excision of laryngeal hemangioma. Arch Otolarygol Head
Neck Surg2003;129: 1291-1295.

Chatrath P, Black M, Jani P, Albert DM, Bailey CM. A review of the
current management of infantile subglottic haemangioma, including

a comparison of CO2 laser therapy versus tracheostomy. Int | Pediatr
Otorhinolaryngol 2002; 64: 143-157.

Sherrington CA, Sim DK, Freezer NJ, Robertson CE. Subglottic
haemangioma. Arch Dis Child 1997; 76: 458-459.

Koplewitz BZ, Springer C, Slasky BS, Avital A, Uwyyed K, Piccard E,
Bar-Ziv J. CT of Hemangiomas of the Upper Airways in Children
AJR Am J Roentgenol 2005;184:663-670.

Bajaj Y, Hartley BE, Wyatt ME, Albert DM, Bailey CM. Subglottic
haemangioma in children: experience with open surgical excision. |
Laryngol Otol 2006;120:1033-1037.




	Page 14
	Page 15
	Page 16
	6'nin devami.pdf
	Page 1


