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ARTIGO ORIGINAL

Supraglotoplastia endoscopica em criancas com laringomalacia
grave com e sem doenga neurologica associada

Endoscopic supraglottoplasty in children with severe laryngomalacia
with and without neurological impairment

José C. Fragal, Luciano Schopf2, Vanessa Volker3, Simone Canani

Resumo

Objetivos: descrever as indicacdes e resultados da supragloto-
plastia endoscdpica em criancas com e sem lesdo neuroldgica que
apresentavam laringomalacia grave.

Métodos: estudo retrospectivo de 8 criangas com laringomala-
cia grave submetidas a supraglotoplastia endoscépica com material
de microcirurgia. Quatro criancas tinham paralisia cerebral (todas
masculinas, idade média 6 anos) e 4 eram criancas sem doenca
neurolégica (3 femininas, idade média de 11,5 meses). As indica-
¢oes da cirurgia foram dificuldade respiratéria em repouso e/ou
esforco, dificuldade de degluti¢do, deficiéncia de crescimento e
baixa saturacdo transcutianea de oxigénio. Estudo polissonografico
realizado nas dltimas duas criancas mostrou dessatura¢@o na oxime-
tria, apnéia e hipoventilagdo durante o sono. As criancas receberam
corticdide e antibidtico no pré-operatério.

Resultados: todas as criancas sem doenca neuroldgica apresen-
taram melhora significativa do estridor e da obstrugdo ventilatdria.
Das criangas com paralisia cerebral, uma necessitou traqueostomia
logo apds a cirurgia por edema e tecido de granulag@o supraglético.
As outras trés apresentaram melhora clinica inicial, mas pioraram
progressivamente, apesar da realizacdo de outros procedimentos:
uma necessitou nova supraglotoplastia apds 6 meses; outra necessi-
tou traqueostomia apds 7 meses. Aquelas sem traqueostomia persis-
tem com obstrugdo ventilatoria grave. Nao foi observada complica-
¢30 do procedimento cirurgico.

Conclusdes: 1) a supraglotoplastia € bem tolerada e sem com-
plicacdes na crianga; 2) a supraglotoplastia, neste estudo, mostrou-
se eficaz no tratamento da laringomalacia grave em criangas sem
paralisia cerebral; entretanto, a supraglotoplastia ndo melhorou a
obstrugdo ventilatéria de criangas com paralisia cerebral e laringo-
malacia grave.
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Abstract

Objective: to describe indications and results of
supraglottoplasty for severe laryngomalacia in children with or
without neurological impairment.

Methods: eight children with severe laryngomalacia submitted
to endoscopic supraglottoplasty were retrospectively studied. Four
had neurological impairment (male, mean age 6 years), and 4 did not
present neurological problems (3 female, mean age 11.5 months).
Surgery indications were respiratory distress, feeding difficulties,
failure to thrive, and low oxygen saturation. Polysomnographic
evaluation was carried out on the last 2 children, showing abnormal
oxygen saturation, obstructive apnea, and hypoventilation. All chil-
dren received preoperative antibiotics and corticosteroids.

Results: all children without neurological impairment had sig-
nificant relief of symptoms. Children with neurological impairment
had different outcome: one needed tracheotomy immediately after
surgery due to edema and supraglottic granulation tissue. The other
three children presented initial relief of symptoms, but subsequent
follow-up showed progressive airway obstruction: one needed an-
other endoscopic surgery 6 months later; other needed tracheotomy
7 months later. The children who were not submitted to tracheo-
stomy presented persistent severe airway obstruction. No endo-
scopic surgery complication was observed.

Conclusions: 1) Endoscopic supraglottoplasty is well tolerated
and does not present complications when used in children; 2)
Endoscopic supraglottoplasty was efficient in the treatment of chil-
dren with severe laryngomalacia and in without neurological impair-
ment; however, supraglottoplasty did not resolve airway obstruction
in children with neurological impairment.

J Pediatr (Rio J) 2001; 77 (5): 420-4: laryngomalacia, endo-
scopic supraglottoplasty.
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Introducao

A laringomalacia é definida como o disttirbio caracteri-
zado pelo colapso das cartilagens laringeas durante a inspi-
racdo, com obstrucdo da glote. Ela é a anomalia mais
comum do laringe, bem como a causa mais freqiiente de
estridor na crianca. Grandes séries de pacientes com anor-
malidades do laringe tém mostrado que a laringomalacia
representa 50 a 75% dos diagnésticos!-2.

A manifestagdo caracteristica da laringomalacia é o
estridor inspiratério intermitente. O estridor usualmente
aparece nas duas primeiras semanas de vida, é exacerbado
pelo choro, agitacdo ou exercicio, e melhora com a extensao
do pescoco. O diagnéstico definitivo é realizado através de
endoscopia respiratéria, com a crianga em respirago es-
pontinea. O exame demonstra a presenca e também a
gravidade da obstrucdo ocasionada pelo colapso das carti-
lagens laringeas.

Na maioria das criangas com laringomalacia, o prog-
nostico € favoravel, ja que a obstrucdo ventilatéria ndo é
intensa, e ocorre a melhora significativa dos sintomas antes
dos 2 anos de idade. Entretanto, em cerca de 10% dos
pacientes, a obstrugdo ventilatdria € grave e ocasiona uma
série de complicacdes: apnéia com risco de vida, cianose,
insuficiéncia ventilatéria, dificuldade de alimentagéo e de
ganho de peso, e cor pulmonale. Até ha alguns anos, a
traqueostomia era indicada nestes pacientes3; contudo,
devido as complicacdes da traqueostomia na crianca®, a
resseccdo endoscopica do tecido supraglético redundante
(supraglotoplastia, epiglotoplastia ou ariepiglotoplastia)
tornou-se a primeira op¢do no tratamento de criangas com
laringomalacia grave3->.

Em algumas criangas com paralisia cerebral, hd o desen-
volvimento de estridor inspiratério muito similar aquele
visto na laringomalacia do lactente. Achados endoscépicos
nestes pacientes também mostram a presenca de mucosa
redundante de aritenéides, encurtamento do ligamento ari-
epigldtico e flacidez da epiglote, muito semelhantes aque-
les observados na laringomalacia. Este tipo de laringoma-
lacia € denominado laringomalacia neurolégica e, prova-
velmente, € resultante de algum distirbio na inervacao da
musculatura do faringe e laringe. A cirurgia endoscdpica
também tem sido realizada nestes pacientes, com bons
resultados®.

Este estudo tem o objetivo de avaliar, retrospectivamen-
te, os resultados da supraglotoplastia (SGP) endoscépica
em criancas com e sem paralisia cerebral que apresentavam
laringomalacia grave.

Métodos

Foi realizado estudo retrospectivo de prontudrios de 8
criancas submetidas a supraglotoplastia endoscépica para
laringomalacia grave no Hospital Moinhos de Vento e no
Hospital de Clinicas de Porto Alegre, no periodo de janeiro
de 1995 afevereiro de 2000. Havia 4 criangas com paralisia
cerebral e 4 sem doenga neuroldgica (Tabela 1). Amédiade
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idade no grupo com doenga neuroldgica era 6 anos, € a
mediana 8 anos e 7 meses; no grupo sem doenca neurolégi-
caamédiafoide 11,5 meses e amediana, de 10,5 meses. Os
pacientes foram considerados candidatos a cirurgia endos-
copica devido a dificuldade respiratéria em repouso e/ou
esforco, dificuldade de degluticdo, deficiéncia de cresci-
mento e baixa saturacdo transcutinea de oxigénio. A difi-
culdade respiratéria foi considerada grave quando provo-
cavatiragem intercostal e esternal, cianose e dificuldade de
alimentacdo, com engasgos freqiientes e ganho inadequado
de peso. As duas tltimas criangas operadas também reali-
zaram polissonografia, que demonstrou varios episédios de
dessaturacdo na oximetria, bem como apnéia e hipoventila-
¢ao grave durante o sono. Dependendo da suspeita clinica,
algumas criancas também realizaram radiografia de térax,
pesquisa de refluxo gastroesofdgico e ecocardiograma.

O diagnéstico de laringomalacia foi feito através de
broncoscopia, realizada sob anestesia geral, com a crianga
emrespiracdo espontanea. Mesmo ap6s confirmado o diag-
noéstico dalaringomalacia, realizava-se exame endoscépico
completo da via aérea para excluir malformacdes associa-
das. No momento da cirurgia, realizava-se laringoscopia
para expor a laringe, e se introduziam instrumentos de
microcirurgia (tesoura e pinga) através da boca, com sec¢io
e remogdo do tecido supraglético redundante ou de porgio
lateral da epiglote (Figura 1). O tipo de cirurgia endoscépi-
cadependeu do tipo de obstrucdo que cada crianga apresen-
tava (Figura 1). Todos os pacientes receberam, no pré-
operatdrio, corticéide (dexametasona) e antibidtico profi-
latico (cefalotina), que eram mantidos por 48 horas.

Se possivel, as criangas ndo eram intubadas durante ou
apds o procedimento cirtirgico. No pés-operatdrio, elas
eram observadas na Unidade de Tratamento Intensivo Pe-

Figura 1 — Tipos de cirurgia endoscépica em criangas com
laringomalacia grave: A) excisio da mucosa redun-
dante da aritendide; B) seccdo do ligamento ariepi-
glético; C) remogdo da porcio lateral da epiglote
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diatrico e recebiam nebuliza¢do com adrenalina, se apre-
sentassem qualquer dificuldade ventilatéria.

Resultados

Todas as criangas deste estudo apresentavam estridor e
dificuldade respiratéria grave, que foram responsdveis por
vdrios episddios de hospitalizacdo e/ou atendimento em
emergéncia.

Todas as criancas com doenga neuroldgica apresenta-
vam paralisia cerebral e eram do sexo masculino (Tabela 1).
Uma crianga apresentava Sindrome de Cornelio de Lange,
e duas tinham refluxo gastroesofdgico controlados com
medicacdo. Os achados endoscépicos observados nestas
criangas foram colapso bilateral de aritenéides (100%) e de
epiglote (25%), e asindicagdes de cirurgia foram dificulda-
de respiratéria em repouso (75%) e baixa saturagdo de
oxigénio na monitorizacao transcutanea (50%).

Das criancas sem doenga neuroldgica, 3 eram do sexo
feminino e 1 do sexo masculino (Tabela 1). Nenhuma
apresentava outra doencga associada. Os achados endoscé-
picos foram os mesmos observados no grupo anterior, € as
indicacdes de cirurgia foram dificuldade respiratéria em
repouso e/ou esfor¢o (100%), deficiéncia de crescimento
(50%) e dificuldade degluticdo (25%). As duas tultimas
criancas operadas também tiveram estudo polissonografico
alterado.

O tipo de cirurgia endoscépica foi 0 mesmo em ambos
os grupos (Tabela 2). Os pacientes com doenca neurolégica
necessitaram intubacio traqueal logo apds o procedimento.
Uma crianga teve melhora significativa da disfuncao venti-
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latéria ap6s a cirurgia, apresentando apenas estridor leve
ocasional. Entretanto, o estridor e a disfun¢ao ventilatdria
pioraram gradativamente, tendo sido necessdria a realiza-
¢do de traqueostomia 7 meses apds a cirurgia endoscépica.
Outra crianga apresentou edema subglético e formacao de
tecido de granulag@o supragldtico, que impossibilitou a
extubacdo, tendo sido realizada traqueostomia 6 dias apds
a cirurgia endoscépica. Outra crianga apresentou melhora
inicial, mas houve recorréncia gradativa da obstrucdo res-
piratdria, tendo sido necessdria nova cirurgia endoscépica
6 meses apoés a cirurgia prévia. Na cirurgia, foi ressecado
novamente o tecido redundante da aritenéide direita. A
crianca evoluiu bem, inicialmente, mas no seguimento
tardio persiste com estridor e disfuncao ventilatéria inter-
mitente. A dltima crianga operada apresentou melhora
inicial da obstrucao ventilatdria, mas persiste com estridor
leve intercalado com piora importante da obstrugdo, com
vdrias internacdes e consultas na emergéncia devido a
disfunc¢ao ventilatéria grave. O tempo médio de seguimento
destas criancas € de 2 anos e 1 més.

A evolucdo das criangas com laringomalacia grave e
sem doenca neuroldgica pode ser observada na Tabela 2.
Nao houve necessidade de intubacao traqueal logo apds a
cirurgia, apesar de todas terem sido submetidas a nebuliza-
¢oes freqiientes com adrenalina no pés-operatério imedia-
to, devido a disfuncao ventilatéria, que piorou logo apds a
cirurgia. Houve melhora completa da obstru¢ao ventilat6-
ria em todas as criancas, apesar da maioria delas apresentar
estridor leve intermitente. Também ocorreu reducao signi-
ficativa das internacdes e consultas na emergéncia por
disfung¢ao ventilatéria alta. O seguimento destas criangas €
em média de 1 ano e 11 meses.

Tabela 1 - Caracteristicas das criancas com laringomalacia grave com e sem doenga neuroldgica, submetidas a

supraglotoplastia endoscépica

Doenca Neurolégica (n=4)

Auséncia de Doenca Neurolégica (n=4)

Sexo Masc -4
Idade cirurgia

— média (variagao)
— mediana

6 anos (5a 1m —13a)
8 anos 7 meses

Malformacao associada RGE
Sind. Cornelio de Lange

Indicacao de cirurgia
Oximetria anormal

Achado endoscépico
Colapso epiglote

Dificuldade respiratéria em repouso -3

Colapso aritendides bilateral

Masc - 1; Fem -3

11,5 meses (Im — la 8m)
10,5 meses

-2 Nenhuma
-1

Dificuldade respiratdria
-2 em repouso e/ou esfor¢o -4
Deficiéncia de crescimento -2
Polissonografia anormal * -2
Dificuldade degluti¢do -1
-4 Colapso aritendides bilateral -4
-1 Colapso epiglote -1

* Oximetria anormal, apnéia grave e hipoventilagéo durante o sono.
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Tabela 2 - Tipo e resultado de cirurgia endoscépica em criancas com laringomalacia grave, com e sem doenga

neuroldgica

Doenca Neurolégica (n=4)

Tipo de cirurgia
- Epiglotectomia parcial

Necessidade intubacao
apos a cirurgia

Resultado inicial
- Estridor intermitente

(traqueostomia)

Necessidade de reoperacio | - Nova resseccdo aritendide

unilateral (6m apds)

Seguimento (tempo médio) | - Piora progressiva da obstrugdo
(uma traqueostomizada apds 7m)
- Manutengao de traqueostomia prévia — 1

(2 anos 1 més)

- Ressecgdo unilateral aritendide
- Ressecgdo bilateral aritendides

- Todos (média de 3,2 dias)

- Melhora inicial da obstrucio

- Impossibilidade extubagdo

Auséncia de Doenca Neurologica (n=4)
-2 - Resseccdo unilateral aritendide -2
-2 - Ressecgdo bilateral aritendides -2
-1 - Epiglotectomia parcial -1
- Nenhum
-3 - Melhora completa da obstrugao -4
-3 - Estridor intermitente -3
-1
- Nenhum
-1
-3 - Estridor intermitente -3
(1 ano 11 meses)

Discussao

A laringomalacia geralmente manifesta-se alguns dias
ap6és o nascimento, através do estridor inspiratério. Nas
criancas com paralisia cerebral, o estridor inicia em uma
fase mais tardia, geralmente no final da infincia. Isso
explica a diferenca de idade observada entre as criangas,
com e sem doenga neuroldgica, relatadas neste estudo.

A identificacdo de doencas ou malformagdes associa-
das é uma etapa importante no tratamento de criangas com
laringomalacia grave. Alteracdes de traquéia ou bronquios
devem ser excluidas pela endoscopia, pois alteracdes mais
distais da via aérea precisam geralmente ser tratadas pri-
meiro. Isso é importante no momento de realizacdo da
endoscopia, pois sempre se deve realizar o exame de toda
a via aérea, mesmo apds estabelecido o diagndstico de
laringomalacia grave. O diagnéstico e tratamento do reflu-
X0 gastroesofdgico concomitante também é importante
nestas criancas com laringomalacia grave, pois ele pode
agravar a dificuldade respiratdéria ocasionada pela malacia.
Assim, antes de se classificar a severidade da laringomala-

cia, é necessdrio o controle do refluxo gastroesofagico’.

A maioria das criangas com laringomalacia ndo neces-
sita qualquer tipo de intervengdo cirdrgica, pois hd melhora
da flacidez das cartilagens supragléticas com o crescimen-
to, ocorrendo o desaparecimento completo dos sintomas até
os dois anos de idade!2. Isso também é observado em
criangas com paralisia cerebral e laringomalacia, visto que
somente a minoria destes pacientes desenvolverd quadros
graves de obstrucdo ventilatdria, com necessidade de trata-
mento®. As criangas com laringomalacia grave, definidas

como aquelas que apresentam dispnéia obstrutiva, cianose,
dificuldade de ganho de peso e cor pulmonale necessitam
de tratamento cirdrgico®. E importante salientar que a
severidade da laringomalacia ndo depende da intensidade
do estridor, mas sim das manifestacdes decorrentes da
obstrugio ventilatéria’.

A traqueostomia era tradicionalmente utilizada em cri-
ancas com laringomalacia grave. Na tltima década, a redu-
¢do endoscépica do tecido supraglético tem sido relatada
como um método efetivo no tratamento destas criancas.
Iglauer, em 1922, foi o pioneiro na realiza¢do da cirurgia
endoscépica para o tratamento de estridor, ao realizar
epiglotectomia®. Em 1928, Hasslinger relatou excelentes
resultados na ressecc¢do das pregas ariepigldticas de trés
pacientes com laringomalaciag. Schwartz, em 1944, 10
propds que a laringomalacia grave poderia ser tratada
através daressecgdo cirdrgicados bordos laterais daepiglo-
te. Entretanto, foi somente em 1984 que Lane et al. 1 pela
primeira vez, propuseram que a laringomalacia grave deve-
ria ser tratada através da resseccdo endoscépica da mucosa
redundante de uma ou de ambas as aritendides, e de ressec-
¢do das bordas laterais da epiglote. Desde entdo, varios
trabalhos tém mostrado bons resultados com esta técni-
cal2-15

Como observado em nosso estudo, a indica¢do mais
comum de cirurgia para laringomalacia é a dificuldade
ventilatdria grave ocasionada pelo colapso das estruturas
supragldticas. Alguns autores tém relatado que altera¢des
napolissonografia podem ser titeis na avaliagdo da gravida-
de da obstrucdo ventilatéria. De acordo com Zarzal et al. 12,
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em uma série de dez criancas operadas, 8 apresentavam
apnéia obstrutiva durante o sono. No relato de 13 criancas,
Holinger e Konior!® descreveram 8 criancas com apnéia
durante o sono e 5 com episddios repetitivos de cianose. A
utilizacdo da polissonografia nas nossas dltimas duas crian-
cas operadas mostrou que este exame € extremamente Util
paraaindicacdo da cirurgia, pois ele quantifica a gravidade
da obstrucdo ventilatéria. A indicagdo de cirurgia passou a
ser baseada nao somente em dados subjetivos, mas também
em resultados numéricos que avaliam a gravidade da obs-
trugdo.

A resseccao endoscépica do tecido supraglético redun-
dante é uma técnica cirdrgica simples, que foi bem tolerada
por nossos pacientes. A melhora da ventilagao ja foi obser-
vadalogo ap6ds o procedimento cirdrgico. A cirurgiaendos-
cOpica pode ser realizada com instrumento microcirirgico
ou com laser. Com a microcirurgia podem ocorrer peque-
nos sangramentos locais, que em geral cessam espontanea-
mente. Apesar de que a utilizagdo do laser ndo provoca
risco de sangramento, seu uso excessivo pode ocasionar
edema e tecido de granulagdo local, com dificuldade de
degluti¢do ou mesmo necessidade de intubagdo pds-opera-
téria’. Independente do equipamento utilizado, o importan-
te € aremogao mais conservadora possivel de tecido supra-
glético, retirando-se somente o minimo necessdrio para
desobstruir a entrada da glote. Dependendo da causa da
obstrugdo ventilatdria supraglética, pode-se realizar um ou
mais dos procedimentos cirirgicos endoscopicos (remogao
de um ou de ambos os tecidos aritendides redundantes,
sec¢do dos ligamentos ariepigldticos, ou retirada das bor-
das laterais da epiglote - Figura 1). Entretanto, € preferivel
realizar uma nova cirurgia endoscdpica posteriormente,
para remover um pouco mais de tecido, do que ressecar
demasiadamente na primeira intervengao e ocasionar com-
plicacdes, que em geral so de dificil tratamento?.

Os resultados obtidos com a supraglotoplastia para
laringomalacia grave foram diferentes em criancas com e
sem doenga neuroldgica. As criancas sem paralisia cerebral
apresentaram excelente resultado no acompanhamento ini-
cial e tardio. Todas tiveram melhora da ventilacdo, apesar
de apresentarem estridor leve ocasional. A melhora clinica
destas criancas foi nitida, ja que elas ndo necessitaram mais
de internacdes ou consultas naemergéncia devido a dificul-
dade ventilatéria.

As criancas com paralisia cerebral e laringomalacia
grave tiveram resultado insatisfatério com a supragloto-
plastia endoscépica, ja que duas necessitaram traqueosto-
mia e outras duas continuaram com disfunc¢ado ventilatdria
grave no seguimento a longo prazo. Estes resultados obser-
vados em nosso estudo sdo diferentes daqueles relatados
por Hiu et al.%, que descreveram bom resultado com o uso
desta técnica em 4 pacientes com paralisia cerebral e
laringomalacia grave. Entretanto, neste dltimo estudo, ndo
hd relato de tempo de seguimento das criancgas. Nosso
estudo mostrou que estes pacientes apresentam uma melho-
ra sintomatica inicial, mas a dificuldade ventilatéria reapa-
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rece futuramente. Talvez isso sejadecorrente da progressao
do distiirbio neurolégico da musculatura da faringe e larin-
ge, com piora gradativa da disfuncio ventilatéria®.

Neste estudo ndo se observou nenhuma complicagio da
supraglotoplastia endoscépica. As complicag¢des descritas
com esta cirurgia sdo sangramento local, infeccio e sepses,

sinéquia interaritendide, estenose supragldtica e aspira-

9505.

Em conclusao, nosso estudo mostrou que a supragloto-
plastia é um procedimento seguro na crianga, provocando
melhora significativa da laringomalacia grave de criangas
sem anormalidade neuroldgica. Criangas com paralisia
cerebral ndo apresentaram melhora importante com a cirur-
gia. A necessidade do estudo de maior nimero de pacientes
énecessaria parauma conclusio definitiva sobre a utilidade
desta cirurgia em criancas com laringomalacia grave.
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