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RELATO DE CASO

Estridor em lactente causado por hemangioma subglético: relato de caso
Stridor in infant caused by subglottic hemangiome: case report
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Resumo

O hemagioma subglético é uma causa rara de estridor, porém é uma das mais comuns neoplasias vasculares das vias
aéreas na infancia. Caso o tratamento ndo seja prontamente instituido, torna-se uma condi¢do ameagadora a vida.
Deve-se suspeitar do diagnéstico quando lactentes fora da faixa etaria para laringite aguda apresentarem estridor
associado a esforgo respiratorio grave, sem prodromos virais, com quadro ndo responsivo a medidas terapéuticas
iniciais, considerando a principal hipdtese diagndstica. Os hemangiomas infantis comegam a proliferar durante o
primeiro ano de vida (entre 0 12 e 22 més de vida). A involugdo geralmente ocorre entre 6 meses e 12 meses de vida
(a maioria involui até os 4 anos). O caso trata-se de uma lactente do sexo feminino, 5 meses, com quadro de estridor
subito associado a desconforto respiratério sem prédromos virais ou febre, com pouca resposta a beta agonista de
curta duracgdo inalatério, adrenalina inalatdria, assim como corticdide inalatdrio/parenteral. A broncoscopia evidenciou
abaulamento de submucosa a direita da subglote com discreta vascularizagao, sugestivo de hemangioma subglético.
Foi iniciado tratamento com propranolol via oral objetivando a regressdo do hemangioma e apds estabilidade clinica,
a lactente recebeu alta com acompanhamento ambulatorial.

Abstract

Subglottic hemagioma is a rare cause of stridor, but it is one of the most common vascular neoplasms of the airways in
childhood. If the treatment is not promptly instituted, it becomes a life-threatening condition. The diagnosis should be
suspected when infants outside the age range for acute laryngitis present with stridor associated with severe respiratory
effort, without viral prodromes, with a condition that is not responsive to initial therapeutic measures considering the
main diagnostic hypothesis. Infantile hemangiomas begin to proliferate during the first year of life (between the 1st and
2nd month of life). Involution usually occurs between 6 months and 12 months of life (most involution until 4 years). The
case is a 5-month-old female infant, with sudden stridor associated with respiratory distress without viral prodromes or
fever, with little response to inhaled short-acting beta-agonist, inhaled adrenaline, as well as corticosteroids inhalation/
parenteral. Bronchoscopy showed a bulging of the submucosa to the right of the subglottis with slight vascularization,
suggestive of subglottic hemangioma. Treatment with propranolol was initiated orally with the aim of regressing the
hemangioma and after clinical stability, the infant was discharged with outpatient follow-up.
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Estridor é um sinal sugestivo de obstrucdo em via
aérea superior, sendo um som inspiratdrio, descontinuo e
monotodnico. Diversas etiologias podem ser responsaveis pelo
estridor, como anomalias congénitas (laringomalacia, paralisia
de corda vocal, membrana laringea, estenose subgldtica,
laringocele, anel vascular e atresia de coanas) ou adquiridas
(hemangioma infantil, corpo estranho, processos infecciosos
e inflamatdrios). O hemangioma subgldtico é uma neoplasia
vascular, geralmente descoberta nos primeiros meses de
vida. Manifesta-se por tosse, rouquiddo e estridor, no geral
inspiratdrio. A laringoscopia direta é o método usado para
diagnéstico. A conduta pode ser desde expectante, nos casos
com minima sintomatologia, até mesmo cirurgico, podendo
incluir traqueostomia para protecdo de via aérea. O uso de
corticosteroides é uma opcdo terapéutica, porém atualmente
o propranolol é considerado tratamento de primeira linha.

Lactente do sexo feminino, 5 meses, com histéria de
gastrosquise e atresia intestinal do tipo apple peel corrigidas
no periodo neonatal, apresentando quadro subito de
estridor e desconforto respiratério de um dia de evolugao,
sem prédromos virais ou febre. Crianca foi levada a unidade
de pronto-atendimento, onde permaneceu internada por
24 horas. Durante este periodo, recebeu nebulizagdo com
B2-agonista de curta duragdo e adrenalina regular, além de
hidrocortisona intramuscular, porém sem resposta clinica
inicial. Familia procurou, entdo, hospital federal no Rio de
Janeiro, local onde crianga nasceu. Evoluiu com importante
esforgo respiratdrio, piora do estridor e queda na saturagao de
oxigénio, sendo admitida em unidade de terapia intensiva (UTI).
Radiografia de térax da admissdo sem alteragdes. Lactente foi
submetida a uma laringoscopia flexivel transnasal, evidenciando
edema subgldtico e de aritendides. Na UTI, permaneceu em
oxitenda, com nebulizagdo regular de adrenalina, budesonida
inalatoria e antibioticoterapia.

No segundo dia de internagdo, obteve melhora do
padrao respiratorio, sendo transferida para enfermaria de
pediatria em ar ambiente. A broncoscopia realizada durante
a internagdo revelou abaulamento submucoso a direita
em subglote, com discreta vascularizagdo, compativel com
hemangioma subglético. Além disso, observou-se também
aumento da vascularizagdo em dorso nasal, sugestivo
hemangioma plano. Durante a internagdo, optou-se por iniciar
propranolol por via oral para tratamento do hemangioma.
Lactente permaneceu estdvel clinicamente, tendo recebido alta
hospitalar com propranolol.

O estridor é um sintoma comum em criangas e
requer uma avaliagdo médica imediata, pois sua presenca
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pode indicar uma patologia subjacente com risco potencial de
gravidade'. E caracterizado por um ruido respiratério causado
pelo turbilhonamento do ar que ocorre devido a uma via aérea
(laringea ou traqueal) parcialmente obstruida®. Existem diversas
causas de estridor, podendo estas serem divididas de acordo com
a localizagdo anatomica: supragldtica (laringomaldcia, tumores,
cistos e infecgdo); glética (membranas laringeas, paralisia de
pregas vocais, estenose glética e papilomatose); subgldtica (cistos
subgldticos, hemangiomas, estenoses, crupe ou laringite aguda,
anéis traqueais e traqueite bacteriana)?.

O hemangioma subgldtico é uma causa rara de estridor,
porém é uma das mais comuns neoplasias vasculares das vias
aéreas na infancia3. A incidéncia de hemangiomas infantis
(HI) é maior em prematuros e ter baixo peso ao nascer parece
configurar maior risco®. Hemangiomas, no geral, acometem 4
a 5% de lactentes caucasianos, sdo 4 a 5 vezes mais comuns no
sexo feminino e 1,4% das criancas acometidas apresentarao lesdo
concomitante de via aérea’. HI cutaneos em “beard distribution”
estdo associados ao maior acometimento de via aérea. Cerca
de 50% das criangas com hemangioma subglético possuem
lesbes cutdneas associadas®. Um subgrupo de pacientes com
HI exibe uma associacdo de anomalias oculares, cerebrais,
cerebrovasculares, cardiovasculares e toracicas, todas incluidas
em uma desordem chamada de sindrome PHACE®”.

Os HI comegam a proliferar durante o primeiro ano de
vida (geralmente entre 0 12 e 22 més de vida), completando seu
crescimento ao redor do 52 més de vida. A involugdo geralmente
ocorre entre 6 meses e 12 meses. A maioria involui até os 4 anos>.
Classicamente, o hemangioma subglético manifesta-se por volta
de 4 a 6 semanas de vida, podendo progredir rapidamente para
insuficiéncia respiratdria’. Deve-se suspeitar de hemangioma
subglético quando lactentes fora da faixa etdria apresentarem
estridor associado ao esforgo respiratdrio grave, com quadro ndo
responsivo a medidas terapéuticas se considerada a hipotese
de laringite aguda (estridulosa)*. No caso relatado, os sintomas
iniciaram-se mais tardiamente, aos 5 meses de vida, com estridor
bifasico de inicio subito, com rapida progressao para desconforto
respiratdrio grave, sem outros sintomas. A principio, o diagnédstico
proposto foi de laringite aguda, apesar de ndo pertencer a faixa
etaria da doenga. A lactente ndo respondeu ao tratamento da
hipdtese diagndstica principal: nebulizagdo com adrenalina
e corticoide sistémico. Aventou-se, entdo, a possibilidade de
aspiracdo de corpo estranho, devido ao quadro clinico subito,
sendo solicitado radiografia de térax.

A laringoscopia flexivel inicialmente pode ser importante
tanto para definir a etiologia, quanto para excluir outros
diagndsticos diferenciais de estridor de etiologia congénita, como
paralisia de pregas vocais, cistos laringeos, estenose subgldtica,
laringomalacia, estenose subglética. Ela permite avaliar grau de
obstrucdo de via aérea, extensdo e localizagdo da lesdo, além de
possiveis complicacdes, como sangramentos e ulceracdes'. No
relato de caso, devido a gravidade do quadro, primeiramente
foi realizada laringoscopia, que revelou edema subglético e de
pregas aritendides, sendo afastado o diagndstico de aspiragdo



de corpo estranho. Apds estabilidade clinica, prosseguiu-se a
investigacdo com broncoscopia para melhor avaliagdo daviaaérea,
gue evidenciou aumento da vascularizagdgo em dorso nasal sugestivo
de hemangioma plano e abaulamento submucoso subglético
a direita com discreta vascularizagdo — imagem de um possivel
hemangioma subglético.

Atualmente, o propranolol é considerado o tratamento de
primeira linha. Trata-se de um farmaco de baixo custo, bem tolerado,
sendo um método nao invasivo de tratamento. O modo de a¢do
proposto consiste em vasoconstri¢do e inibicdo da angiogénese,
principalmente. A indugdo da apoptose de células endoteliais é
questionavel*®°, Quando usado precocemente, durante a fase
proliferativa, apresenta melhores resultados®. A dose de propranolol
recomendada é de 2 a 3mg/kg/dia, com resposta em até 24h do
inicio da terapia. Iniciar com 1 mg/kg/dia e aumentar a dose 0,5mg/
kg/dia por semana®’. Os efeitos adversos incluem bradicardia,
hipotens3o arterial, broncoespasmo e hipoglicemia®®. Dentre outras
opgOes terapéuticas, estdo incluidas: corticosteroides, agentes
antiangiogénicos (interferon alfa), vincristina, terapia com laser,
ressecgdo cirdrgica e até mesmo tragueostomia nos casos de obstrugdo
severa de via aérea com impossibilidade de ressecgio®.

A paciente do caso teve alta apds dois dias de uso do
propranolol na dose de 2mg/kg/dia, com melhora clinica, sem
esforco respiratério, sem estridor e ndo apresentou efeitos colaterais
da medicagdo. Seguiu em acompanhamento ambulatorial na
dermatologia e pediatria geral para avaliagdo da regressao das lesdes.

O hemangioma subglético é uma causa rara de estridor
na infancia, porém deve haver sua suspeita quando criangas

fora da faixa etaria tipica para laringite aguda se apresentam
com estridor e esforgo respiratdrio grave, principalmente
quando ndo ha préodromos virais associados. A broncoscopia
é essencial na avaliagdo completa da via aérea, excluindo
diagnodsticos diferenciais e, portanto, realizando o seu
diagnodstico. O propranolol, atualmente, é o tratamento de
primeira linha, obtendo-se bons resultados quando iniciado
0 mais precocemente possivel.
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