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Neuobicajen klinicki tijek prirodene
subgloticne stenoze - prikaz slucaja
An unusual clinical course of congenital subglottic stenosis — case report
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Pula Sazetak. Cilj: Prikazati sluCaj neuobicajenog klinickog tijeka prirodenog laringealnog stridora i

razmotriti indikacije za endoskopskim pregledom u takvim slucajevima. Prikaz slucaja: Termin-
*Klinika za otorinolaringologiju i kirurgiju sko eutrofi¢no musko novorodenée je po porodu zbog akutnog skrotuma te respiratornih te3-
glave i vrata, KBC ,Sestre milosrdnice, koda u vidu tahipneje i hipoksemije primljeno u Kliniku za pedijatriju. Neposredno nakon kirur-
Zagreb Skog zahvata dijete je rutinski ekstubirano. No vrlo brzo nakon odvajanja od tubusa ponovno je
naglo razvilo respiratorne teskoce obiljeZzene stridorom i hipoksemijom. Dijete je ponovno intu-
birano i vraceno na strojnu ventilaciju. U daljnjem tijeku se u viSe navrata pokusavao provesti
postupak ekstubacije. Nije ga bilo moguce uciniti jer bi se nakon odvajanja od tubusa vrlo brzo
vratili znakovi respiratornih teskoca pod klinickom slikom akutnog laringotraheobronhitisa. S
obzirom na probleme otezane ekstubacije i ovisnosti o tubusu te na perzistentne atipicne simp-
tome krupa i neucinkovitost farmakoterapije, dijete je u dobi od mjesec dana podvrgnuto en-
doskopskom pregledu diSnih putova. Vizualizirana je koncentri¢na subgloti¢na stenoza mem-
branskog tipa. U pripremama za lijecenje endoskopskom laserskom ablacijom stridor je bivao
sve manje izrazen. Dva tjedna nakon prvog endoskopskog pregleda ucinjen je kontrolni na ko-
jem je vizualni nalaz sugerirao znacajnu regresiju subgloticnog membranskog suzenja. Odustalo
se stoga od planirane intervencije laserom, a stridor se u dojenceta spontano povukao. Zaklju-
Cak: 1ako je laringomalacija daleko najcesca etioloska podloga prirodenog stridora i ne pred-
stavlja apsolutnu indikaciju za endoskopijom disnog puta, on moZe biti izazvan nizom drugih ri-
jetkih stanja, ukljucujuci prirodenu subgloti¢nu stenozu. U prikazanom slucaju zabiljezena je
neuobicajena spontana regresija subgloti¢ne stenoze membranskog tipa.

Kljuéne rijeci: laringomalacija; novorodence; stenoza larinksa; stridor

Abstract. Aim: To report an unusual clinical course of an infant with congenital laryngeal stridor.
Indications for endoscopic examination of airways in such cases have also been discussed. Case
report: A full-term male newborn was admitted to the Department of Paediatrics because of
the symptoms of acute scrotum as well as because of breathing difficulties and severe
hypoxemia. Soon after surgery the child was extubated but breathing difficulties persisted. A
loud inspiratory stridor together with rapid respiratory deterioration occurred. The infant was
intubated and underwent mechanical ventilation again. In the following period several trials of
extubation were repeatedly unsuccessful despite favourable weaning parameters. Just few
hours after each trial of extubation symptoms of acute laryngotracheobronchitis were
apparent. Because of extubation failure, tube dependency and persistent atypical symptoms of
croup unresponsive to standard pharmacotherapy, endoscopic assessment was performed at
the age of one month. Concentric central membranous subglottic stenosis was visualized.
While preparing for the endoscopic laser ablation treatment, stridor was getting less
pronounced. Two weeks later patient underwent endoscopy again and significant regression of
“Dopisni autor: subglottic membrane narrowing was documented. Planned laser intervention was canceled. At
prof. dr. sc. Srdan Banac, dr. med. the age of four months stridor disappeared. Conclusion: Laryngomalacia is the most common
Klinika za pedijatriju cause of congenital laryngeal stridor and endoscopic evaluation is usually not indicated in such
Istarska 43, 51 000 Rijeka cases. However, there are other causes of congenital stridor which are not so common,
e-mail: srdan.banac@medri.uniri.hr including congenital subglotttic stenosis. In this case an unusual spontaneous regression of
congenital membranous subglottic stenosis was reported.
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Stridor je glasan zvuéni fenomen obi¢no ¢ujan u
inspiriju. Posljedica je brzog turbulentnog proto-
ka zraka kroz suZeni disni put. Znak je djelomicne
ili dinamicke opstrukcije ekstratorakalnog dijela
diSnog puta. Kada se ovaj zvucni fenomen javi po
rodenju ili u prvim tjednima ili mjesecima Zivota
govorimo o prirodenom laringealnom stridoru®.
Toc¢na incidencija ovog klinickog entiteta nije po-
znata?. U ovom radu prikazan je sluc¢aj novoro-
denceta s neuobicajenim klinickim tijekom
prirodenog laringealnog stridora.

Radi stava zatkom porod terminskog eutroficnog
muskog novorodenceta (rodna masa 3.020 g) u
Opcoj bolnici Pula dovrien je carskim rezom
(Apgar indeks 9/10) nakon uredne, redovito ul-
trazvuéno kontrolirane trudnoc¢e. U dobi od ne-
koliko sati, radi znakova akutnog skrotuma i
razvoja tahipneje i hipoksemije (saturacija he-
moglobina kisikom 82 %) dijete je premjesteno
u KBC Rijeka. Tijekom transporta primjenjivana
je oksigenoterapija te se respiratorno stanje dje-
teta nije pogorsavalo. U prvom danu Zivota u
Klinici za djecju kirurgiju ucinjen je hitan kirurski
zahvat. Ekstirpiran je nekrotican usukani lijevi
testis. Po rutinskom odvajanju od tubusa nakon
operativnog zahvata tahipneja je perzistirala. Do
naglog respiratornog pogorsanja doslo je 12 sati

nakon odvajanja od mehanicke ventilacijske
potpore.

Radioloski je verificiran desnostrani tenzijski pne-
umotoraks koji je odmah zbrinut uz ponovnu in-
tubaciju i mehanicku ventilaciju. Tre¢eg dana
Zivota progresivno se povecavala potreba za su-
plementacijom kisika. Ehokardiografski su uoceni
indirektni znakovi plu¢ne hipertenzije uz otprije
poznati atrijski septalni defekt. Modificirani su
parametri mehanicke ventilacije. Jednokratno je
primijenjen pripravak surfaktanta uz kontinuiranu

Laringomalacija je najcesci uzrok prirodenog laringeal-
nog stridora. Ako ne pokazuje ocekivani povoljan klini¢-
ki tijek, tada diferencijalno dijagnosticki valja uzeti u
obzir Siroki spektar drugih rijetkih stanja, ukljucujuci
prirodenu subgloti¢énu stenozu.

inhalaciju dusikovog oksida. Na navedeno lijecCe-
nje dobiven je dobar klinicki odgovor nakon 48
sati. Radi kasne neonatalne sepse uzrokovane ko-
agulaza negativnim Staphylococcus species pro-
vedena je parenteralna antimikrobna terapija. U
daljnjem tijeku u nekoliko se navrata bezuspjesno
pokusavalo s odvajanjem djeteta od tubusa. Ne-
koliko sati nakon odvajanja dijete bi opetovano
razvijalo respiratorne teskoce obiljezene inspira-
tornim stridorom i ekspiratornom sipnjom. U dva
navrata tijekom akutne respiratorne infekcije gor-
njih disnih putova doslo je do pogorsanja stridora

Slika 1. Endoskopska vizualizacija koncentri¢nog pravilnog suzenje lumena subglotisa membranskog tipa
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Slika 2. Endoskopski pregled ucinjen dva tjedna nakon prve endoskopije pokazao je regresiju subgloticnog suzenja

te izrazenijih disajnih tegoba. Usprkos visekratnoj
i kombiniranoj inhalacijskoj primjeni bronhodila-
tatora (salbutamol, ipratropij bromid, adrenalin)
te inhalacijskoj (budezonid) i sistemskoj (me-
tilprednizolon) primjeni kortikosteroida, nije bilo
adekvatnog odgovora na lijeCenje. S obzirom na
dotadasnje probleme otezane ekstubacije i ovi-
snosti o tubusu te na perzistentne atipi¢ne simpto-
me krupa i neucinkovitost farmakoterapije, dijete
je u dobi od mjesec dana podvrgnuto endoskop-
skom pregledu disnih putova. Pregled je ucinjen
fleksibilnim bronhoskopom kojim je vizualizirana
koncentri¢na subgloticna stenoza membranskog
tipa (slika 1). SuZenje nije dozvoljavalo prolazak
vr$ka bronhoskopa (vanjski promjer 2,8 mm). U
pripremama za daljnje lije¢enje u vidu endoskop-
ske laserske ablacije videne tvrdokorne membrane
stridor je bivao sve manje izrazen. Dva tjedna na-
kon prvog endoskopskog pregleda u Referentnom

centru MZRH za pedijatrijsku otorinolaringologiju
KBC ,,Sestre milosrdnice” ucinjen je kontrolni pre-
gled na kojem je vizualni nalaz sugerirao znacajnu
regresiju subgloticnog suzenja (slika 2), tako da se
odustalo od planirane intervencije laserom. U dalj-
njem tijeku dojence je bilo dobro i u dobi od 4
mjeseca inspiratorni stridor se u cijelosti povukao.
Dijete se uredno somatski i psihomotoricki razvija.

Stridor u dojenceta i malog djeteta je simptom, a
na njegovu mogucu dijagnozu i uzrok upucuje
nas detaljna anamneza i klinicki pregled. Akronim
SPECS-R (tablica 1) pomaze nam prilikom uzima-
nja anamnestickih podataka u identifikaciji djece
sa stridorom kod kojih je indiciran endoskopski
pregled®. Endoskopski pregled svakako je indici-
ran u sluéaju pridruzenih simptoma i znakova —
cijanoze, apneje, izrazene tahipneje, oteZanog

Tablica 1. Akronim SPECS-R: podsjetnik za uzimanje anamnestickih podataka kod simptoma stridora (prilagodeno

prema ref. 3)
S — severity

P — progression Progresija stridora

E —eating
C —cyanosis Cijanoza, pojava apneja, DOZU
S —sleep Poremedaj spavanja

R — radiology

DOZU - Dofivljaj otite Zivotne ugrozenosti

Patoloske radioloske pretrage

Roditeljska procjena tezine stridora

Poteskoce hranjenja, nenapredovanje na tjelesnoj masi, aspiracija
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disanja, teskoca prilikom hranjenja ili nenapredo-
vanja na tjelesnoj masi. Endoskopski pregled
treba uciniti i u prematurusa i u slué¢ajevima pro-
longirane intubacije i nemoguénosti ekstubacije.
Opéenito uzevsi, u dojenceta s rekurentnim ili
perzistentnim laringealnim sindromom koje ne
pokazuje trend regresije potrebno je uciniti en-
doskopski pregled disnog puta radi iskljucivanja
prirodenih malformacija larinksa*®.

Subgloti¢na stenoza moze biti prirodena i stece-
na. Za razliku od laringomalacije koja je s udjelom
od 94 % daleko najceséi uzrok prirodenog larin-
gealnog stridora, prirodena subgloticna stenoza
¢ini 3 % svih laringealnih malformacija’. U slucaju
subgloticne stenoze obi¢no je stridor inspirator-
nog tipa, iako moze biti i bifazican. Subgloti¢na
stenoza definira se kao suzenje u podrucju kriko-
idne hrskavice promjera < 4 mm u terminskog no-
vorodenceta ili promjera < 3 mm u prematurnog
novorodencetaZ,

Incidencija prirodene subgloticne stenoze nije
poznata®, dok incidencija stecene raste u posljed-
njim desetlje¢ima s obzirom na sve vece prezivlja-
vanje djece na prolongiranoj endotrahealnoj
intubaciji u sklopu respiratorne potpore u jedini-
cama intenzivnog lije¢enja®. Prirodena subglotic-
na stenoza nastaje kao rezultat nepotpune
rekanalizacije larinksa tijekom embriogeneze, a
patohistoloski razlikujemo membransku i hrska-
vi¢nu. Ako je rije¢ o zadebljanju mekog tkiva koje
bilateralno simetricno suzava prostor subglotisa,
rije¢ je o membranskoj subgloti¢noj stenozi. Hr-
skavi¢na subgloticna stenoza nastaje zbog sma-
njenog unutarnjeg promjera, abnormalnog ili
elipticnog oblika krikoidne hrskavice®. Prema
Myer-Cottonovoj klasifikaciji postoje Cetiri stup-
nja prirodene subgloti¢ne stenoze: 1. stupanj (su-
Zenje manje od 50 % lumena), 2. stupanj (od
51% do 70 % suZenje lumena), 3. stupanj (od
71 % do 99 % suzenje) te 4. stupanj (bez vidljivog
lumena)®. Ona je Cesto udruZena s drugim ano-
malijama glave i vrata, kao i s nekim sindromima
od kojih najcesée sa sindromom Down?'.

Mnogo ces¢a od prirodene subgloti¢cne stenoze
jest stecena. Ona obi¢no nastaje jatrogeno nakon
prolongirane intubacije, poglavito neadekvatnim
tubusom, ili je posljedica perkutane traheotomi-
je. Vrlo rijetko nastaje kao posljedica upalnog od-

govora. Kako je subgloti¢no podrudje (2 — 3 mm
ispod glasnica) najuzi dio diSnog puta u djece,
ono je i najosjetljivije na traume. Dakle, rizi¢ni
¢imbenici za razvoj steCene subgloticne stenoze
su prolongirana intubacija, ponavljane i traumat-
ske intubacije, koristenje prevelikog tubusa kao i
pretjerani pokreti tubusom, uz sistemske ¢imbe-
nike rizika kao Sto su gastroezofagealni refluks,
dehidracija, pothranjenost, imunosupresija i sep-
sa®'?, Prematuritet je takoder vazan rizi¢ni ¢cimbe-
nik za razvoj stenoze u podrudju larinksa®.

Endoskopski pregled diSnih puteva nije indiciran kod
sve djece s prirodenim laringealnim stridorom, nego
kod one kod koje stridor perzistira ili pokazuje klinicku
progresiju, ili ima kakvu drugu atipi¢nu prezentaciju.
Detaljna ciljana anamneza i tijek bolesti najvazniji su kli-
nicki elementi u donosenju odluke o daljnjim dijagno-
stickim postupcima, ukljucujuéi i endoskopiju disSnog
puta.

Incidencija razvoja subgloticne stenoze nakon
prolongirane intubacije jest od 1 do 8 %, Sto ovaj
postupak cini primarnim etioloSkim agensom za
razvoj subgloti¢ne stenoze?. Kada je dijete ubrzo
po porodu intubirano, tesko je razlikovati priro-
denu od stecene stenoze®. Kod djece koja su intu-
birana duze od 10 do 14 dana potrebno je uciniti
traheotomiju kako bi se smanjio rizik razvoja ste-
noze.

Simptomi suzenja u subgloti¢noj regiji su vrlo va-
rijabilni, a ovise o dobi djeteta i njegovom opéem
stanju, komorbiditetima te stupnju stenoze?.
Neka djeca razvijaju tesku respiratornu insufici-
jenciju u neonatalnom periodu koja zahtijeva in-
tubaciju. Cesti su neuspjesi ekstubacije unato¢
povoljnim parametrima za odvajanje od respira-
tora?®. Po ekstubaciji Cesto je progresivno respi-
ratorno pogorsanje koje zahtijeva ponovnu
intubaciju. U slucaju razvoja teske respiratorne
insuficijencije, mozZe biti potrebna traheotomija
kako bi se osigurao disni put te omogucilo djete-
tu da raste i razvija se. Dojencad s prirodenom
subgloticnom stenozom mogu biti bez simptoma
vise tjedana ili mjeseci'!, ¢ak i ona s tre¢im stup-
njem stenoze prema Mayerovoj gradaciji'®**.
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Stridor se najcesce prvi puta zamijeti kod interku-
rentne infekcije gornjeg respiratornog sustava,
kada edem i sekret dodatno suze vec prirodeno
uzak disni put?®. Poznato je da endotrahealna in-
tubacija u slucaju prirodene subgloticne stenoze
predisponira razvoj steCene stenoze*>!. Simpto-
mi su kod prirodene subgloti¢ne stenoze obi¢no
manje izrazeni nego kod stecene, te se tipicno
poboljsavaju rastom djeteta*®°. Kod stecene sub-
gloticne stenoze Cesto je i oStecenje glasnica po-
slijedi¢no endotrahealnoj intubaciji koje dovodi
do promuklosti i afonije®. Anteriorno-posteriorna
i lateralna snimka vrata u inspiriju i ekspiriju
moze pomodi utvrditi lokaciju, duljinu i simetri¢-
nost stenoti¢nog dijela larinksa>*2.

Kod umjerene i teske dispneje indicirano je uci-
niti radiogram grudnih organa kako bi se iskljuci-
le podlijezuce bolesti pluéa te uocili eventualni
sekundarni ucinci opstrukcije u gornjem respira-
tornim sustavu na donje disne putove. Kod dis-
fagije mozZe biti potrebno uciniti akt gutanja.
Zlatni standard u postavljanju dijagnoze jest en-
doskopski pregled disnih putova rigidnim bron-
hoskopom?>®,

S obzirom na mogucost istovremene prisutnosti
vise malformacija u laringotraheobronhalnom
stablu, potreban je cjelovit endoskopski pregled
gornjih i donjih disnih putova’. Kompjutorizirana
tomografija i magnetska rezonancija nisu rutin-
ski indicirane.

Kako rastom djeteta raste i larinks, kod neke dje-
ce, poglavito u slucaju prirodene subgloticne
stenoze, dovoljno je praéenje klinickog stanja
djeteta uz suportivne mjere lijeCenja. U slucaju
pogorsanja simptoma zbog infekcije gornjih dis-
nih putova najcesce se primjenjuju kortikostero-
idi sistemski i adrenalin inhalacijski®. U lijecenju
je katkad dovoljno odvajanje od endotrahealnog
tubusa te traheotomija, ¢ime se omogucuje
oporavak laringealne sluznice te rast larinksa®.
Laringealna stenoza je najcesci uzrok opstrukcije
u gornjem respiratornom sustavu koji zahtijeva
postavljanje trahoestome?2. U kirurskom zbrinja-
vanju subgloti¢ne stenoze koriste se otvorene i
endoskopske tehnike, od kojih su najcesce kori-
Stene prednja laringealna dekompresija (engl.
anterior cricoid split), endoskopski laserski tre-
tman ili endoskopsko razdvajanje hrskavice
balonskom dilatacijom®. Kirurske tehnike su iza-
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zovne, ali ne postoji usuglasen pristup oko en-
doskopske ili otvorene operacije®®.

U prikazanom slu¢aju mogudée je da se u novoro-
denceta ponavljanim intubacijama membranski
prsten u subgloti¢noj regiji mehanicki dilatirao
ili lacerirao. Po ekstubaciji membrana bi se po-
novno vratila u prvobitni poloZaj, a time i ponav-
ljano provocirala simptome. Takoder je mogude
da je prirodena subgloti¢na stenoza predisponi-
rala razvoj steCene stenoze. Virusna infekcija u
prikazanog slucaja zasigurno je pridonijela egza-
cerbaciji simptoma. Rastom dojenceta moguce
da je stenoza postala relativno manja. Ipak,
navedeni argumenti ne objasnjavaju u potpuno-
sti neocekivanu regresiju lokalnog klinickog na-
laza u tako kratkom vremenskom razdoblju.

ZAKLJUCAK

lako je laringomalacija daleko najéeséi uzrok du-
gotrajnog stridora u dojenackoj dobi, prirodeni
laringealni stridor moZe biti uzrokovan Sirokim
spektrom mogucih malformacija larinksa koje su
pojedinacno vrlo rijetke. Kod rekurirajuéeg ili per-
zistentnog sindroma krupa s atipicnom prezenta-
cijom i neadekvatnim odgovorom na terapiju
potrebno je misliti na druge uzroke suzenja u gor-
njem respiratornom traktu. Endoskopska pretra-
ga indicirana je u manje proporcije pacijenata s
prirodenim laringealnim stridorom. Anamneza,
fizikalni pregled i pracenje klinickog stanja pacije-
nata usmjerit ée nas na one slucajeve kod kojih
su potrebni dodatni dijagnosticki postupci uklju-
Cujudi i endoskopski pregled disnog puta.

Izjava o sukobu interesa: Autori izjavljuju da ne postoji
sukob interesa.
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