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TRAQUEOPLASTIA DE DESLIZAMENTO
Uma boa op¢o na correccio da estenose congénita
da traqueia
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Num lactente com sibilancia recorrente cuja evolugdo ndo é compativel com
diagnosticos comuns deve colocar-se a hipdtese de malformagao anatdmica congénita.
A marcha diagnostica deve ser conduzida de forma a permitir a estabilidade clinica do
doente e o tratamento atempado.

No presente caso, a anamenese cuidada conduziu a necessidade de realizar
broncofibroscopia que foi diagnostica para estenose da traqueia na transi¢ao do terco
proximal para os dois-tercos distais. A tomografia computorizada mostrou a extensio
da lesdo permitindo o diagnoéstico de estenose longa da traqueia (ELT) em funil e, em
conjunto com o ecocardiograma, excluiu malformagao vascular associada.

A ELT foi corrigida com sucesso por traqueoplastia de deslizamento efectuada sob
circulagdo extra-corporal no Departamento de Cirurgia Pediatrica do Hospital Gregorio
Marafion, em Madrid. As complicagdes do pds-operatorio (mediastinite ¢ embolia
pulmonar) foram resolvidas e o controlo clinico e endoscopico aos dois anos de evolugdo
sdo favoraveis.

Sublinha-se a importancia do diagnostico precoce e da referencia¢do a centros com
experiéncia no tratamento da ELT. Este caso parece confirmar que a traqueoplastia de
deslizamento é uma boa op¢ao no tratamento da ELT.
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SLIDING TRACHEOPLASTY: A GOOD CHOICE FOR THE TREATMENT OF
CONGENITAL TRACHEAL STENOSIS

When infants with recurrent wheezing have a clinical course inconsistent with a common
diagnosis, anatomic malformations should be considered in diagnostic workup, followed
by medical stabilization and early therapy.
A careful history and physical examination could reveal important diagnostic clues
that indicate the need to perform a fiberoptic bronchoscopy, which in the reported case
showed tracheal stenosis in the transition between the first and second third of the
trachea.
Chest CT scan revealed a long funnel-shaped tracheal stenosis andalong withan
echocardiogram, excluded associated cardiovascular malformations.
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Surgical correction by sliding tracheoplasty under extra-corporeal circulation was
successfully performed at the Hospital Gregorio Marafion in Madrid. The surgical
complications that have occurred (mediastinitis and pulmonary embolism) were resolved.
After a two-year follow-up, that included endoscopic control, the patient was found to
be free of symptoms of wheezing or post-surgical complications.

The authors emphasize the need for early diagnosis and surgical treatment to be

performed in an experienced reference center.

Key-words: Tracheal stenosis; children; surgery.

INTRODUCAO

O estridor e a sibilancia sdo frequentes em idade
pediatrica e traduzem obstrucao a diferentes niveis da via
aérea. Antes do ano de idade, cerca de 20% das criangas
tém pelo menos um episodio de sibilancial-2. O diagnosti-
co preciso da localiza¢do da obstru¢ao pode no entanto
ser dificil, sobretudo quando em presenca de obstrucao
critica da via aérea que pode originar estridor e sibildncia
nas duas fases do ciclo respiratorio.

A suspeita de malformagdo das vias aéreas ¢ uma das
indicagdes para a realizag@o de broncofibroscopia no de-
curso de sibilancia e/ou estridor recorrente, prolongado
ou localizado3. A estenose longa da traqueia (ELT) apre-
senta-se mais frequentemente nos primeiros meses de vida
como estridor, habitualmente acompanhado de dificulda-
de respiratoria persistente ou recorrente, podendo colo-
car em risco a vida da crianca’. A broncofibroscopia faz o
diagnostico de estenose da traqueia’-%, ndo permitindo,
no entanto, a avaliacdo da sua extensdo, que pode ser
feita por tomografia computorizada toracica (TCt) com re-
constru¢do. Dada a frequéncia de outras malformacdes
associadas, nomeadamente das vias aéreas e cardiovas-
culares’-?, torna-se necessaria a realiza¢do de exames com-
plementares que permitam o adequado planeamento da
abordagem cirurgica: TCt, ecocardiografia e, eventualmen-
te, ressonancia magnética nuclear toracica (RMNY).

Estao descritas diversas abordagens cirtrgicas para
correcgdo da ELT. A evidéncia actual favorece a
traqueoplastia por deslizamento, uma vez que comporta
menos riscos (a formagdo de tecido de granulagao
endoluminal, a estenose e a mediastinite) e permite uma
extubagdo mais precoce do doente”:10:12,

O objectivo da presente publicagdo ¢ a apresentacao
de um caso clinico de ELT particularmente extensa e rara,
assim como a discussdo das opgdes terapéuticas nesta
situagao.
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CASO CLINICO

PMNM, sexo masculino, raga caucasiana, nascido a 5/
5/2000 em Lisboa, primeiro filho de um casal jovem, sauda-
vel, ndo consanguineo. Tem trés meios-irmdos maternos,
saudaveis. Os antecedentes familiares sdo irrelevantes. A
familia classifica-se no nivel social 3 do Indice de Graffar.

A gestagdo durou 38 semanas, foi vigiada, e ndo teve
intercorréncias. O parto foi eutdcico, hospitalar. O peso
ao nascer foi de 2880 gramas e o indice de Apgar de 9 no
primeiro minuto ¢ de 10 ao quinto minuto. O periodo
neonatal decorreu sem intercorréncias. O Plano Nacional
de Vacinagdo encontrava-se actualizado. O desenvolvi-
mento psico-motor era adequado e desenvolvimento
estaturo-ponderal encontrava-se no percentil 10 para peso
e estatura.

Aos quatro meses de idade ¢ internado na Unidade de
Pneumologia Pediatrica do Servigo de Pediatria do Hospi-
tal de Santa Maria durante 14 dias por dificuldade respira-
téria e estridor, sendo o quadro interpretado como
laringotraqueobronquite. Teve alta melhorado, permane-
cendo assintomatico durante cerca de um més. Aos seis
meses de idade foi reinternado por quadro de dificuldade
respiratdria expiratoria, tiragem supra-esternal importan-
te, hiperextensao do pescoco e dificuldade alimentar, sem
febre, cianose ou outras queixas. Na observacao havia
estridor, sinais de esfor¢o respiratorio importante e na
auscultagcdo pulmonar apresentava sibilos, com prolon-
gamento de ambos os tempos respiratorios e fervores sub-
-crepitantes dispersos. A saturagdo de oxigénio por
oximetria de pulso (SpO2) era persistentemente inferior a
90% na auséncia de oxigénio suplementar. Manteve difi-
culdade respiratoria importante, estridor significativo e
necessidade de oxigénio suplementar para manter
Sp02>93% durante a primeira semana de internamento.
Verificou-se melhoria clinica transitéria com aerossois de
adrenalina. Ap6s uma semana de internamento registou-



TRAQUEOPLASTIA DE DESLIZAMENTO

-se melhoria do quadro de dificuldade respiratoria, com
redugdo do estridor e diminuigdo progressiva da necessi-
dade de oxigénio suplementar. Perante a persisténcia ¢
gravidade do quadro clinico foi desencadeada investiga-
¢do clinico-laboratorial adicional, que excluiu infec¢des
pelos agentes infectantes respiratérios mais importantes
(serologia negativa para Legionella pneumophila,
Mycoplasma pneumoniae, Coxiella burnetti, Chlamydia
pneumoniae, Adenovirus, Virus Sincicial Respiratorio,
Virus Influenza A e B, Virus Parainfluenza 1,2 e 3), e atopia
(IgE total normal para a idade e RAST alimentares negati-
v0s).

A broncofibroscopia (Figura 1) foi diagnéstica para
estenose critica da traqueia localizada na transic¢do entre o
tergo proximal e o ter¢o médio, ndo sendo possivel pro-
gredir com o broncofibroscopio de 3,5 mm (Olympus 3C30)
a partir desse ponto. A TCt com reconstru¢ao no plano
sagital (Figura 2) mostrou diminui¢ao marcada do calibre
dos 2/3 distais da traqueia até a divisdo carinal sem aspec-
tos imagiologicos compativeis com compressao extrinseca.
O ecocardiograma foi normal, o que permitiu confirmar a
auséncia de malformacgdes cardiovasculares associadas.
A pH-metria mostrou auséncia de refluxo gastro-esofagico
com significado patologico.

Fig. 1 — Imagem de broncofibroscopia efectuada aos 7 meses
de idade que demonstra estenose critica da traqueia, com
impossibilidade de progressdo do fibroscopio de 3,5 mm de
diametro externo.

Foi transferido, de forma electiva, aos oito meses de
idade, para o Servigo de Cirurgia Pediatrica do Hospital
Gregorio Marafion, em Madrid, onde foi efectuada correc-
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Fig. 2 — Tomografia axial computorizada efectuada aos 7
meses de idade.

A — Imagem no plano axial ao nivel imediatamente acima da
carina, coincidindo com a zona de menor calibre da estenose.
B — Reconstrugdo no plano sagital, revelando estenose longa
da traqueia, envolvendo os seus 2/3 distais, com afunilamento
distal.

¢do cirurgica por traqueoplastia de deslizamento (Figuras
3 e4) sob circulagdo extra-corporal. O pos-operatorio ime-
diato decorreu sem complica¢des permitindo extubacao
precoce e reintrodugdo de alimentacdo oral antes das 48
horas de pds-operatorio.

No quinto dia de pos-operatorio surgiu febre, polipneia
e drenagem de colec¢do purulenta subcutanea na regiao
da ferida operatoria, pelo que foi efectuada revisdao da
esternotomia detectando-se mediastinite anterior impor-
tante. Foi efectuada lavagem cirurgica do mediastino an-
terior ¢ antibioticoterapia de largo espectro com ceftazidima
e teicoplanina, com boa resposta clinica.

Na data prevista para a transferéncia (décimo quinto
dia pds-operatdrio) surgiu quadro de dificuldade respira-
toria com cianose central ¢ acidose metabolica, o que re-
quereu internamento na Unidade de Cuidados Intensivos
Pediatricos Hospital Gregorio Marafion e ventilagdo me-
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Fig. 3 — Broncofibroscopia intra-operatoria, notando-se zona
de fronteira (seta) entre a zona de calibre normal (iluminada)
e a zona de estenose (ndo iluminada)estenose critica, sendo
evidentes os anéis cartilagineos completos.

Fig. 4 — Imagem intra-operatoria que demonstra traqueia
seccionada a meio da drea de estenose critica, sendo
evidentes os anéis cartilagineos completos.

canica. Foram realizados diversos exames complementa-
res de diagnoéstico, (ecocardiogramas diarios, broncofi-
broscopia, radiografia do térax, ecografia abdominal,
cintigrafia de perfusdo pulmonar, cateterismo cardiaco e
electroencefalograma). A ecografia abdominal revelou a
presenga de trombo na veia cava inferior, posteriormente
confirmado por cavografia. Foi instituida terapéutica
anticoagulante com heparina em perfusao e fibrindélise com
uroquinase, sendo posteriormente iniciada enoxaparina
subcutanea didria. Na data da alta o ecocardiograma nao
mostrou a existéncia de trombos.

Apbs a transferéncia para o Hospital de Santa Maria
em Lisboa, a crianga manteve-se internada durante trés
semanas para completar vigilancia pds-operatoria. Man-
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teve terapéutica com enoxaparina subcutanea didria (dose
acertada de acordo com doseamentos do factor X activa-
do) e budesonido em cdmara expansora. Teve alta clinica-
mente bem.

Dois anos e meio apoés a cirurgia, a crianga encontra-se
clinicamente bem em casa. Teve um internamento durante
seis dias, aos dez meses de idade, por infecc¢ao respiratoria
aguda com componente de dificuldade respiratoria
expiratodria e otite média aguda, com rapida resolugdo. Teve
posteriormente um episodio de pieira sem necessidade de
internamento e dois episddios de otite média aguda. O cres-
cimento e desenvolvimento foram afectados durante o lon-
go periodo de doenga, com cruzamento de percentis que
permanecem abaixo do percentil trés de peso e estatura,
apesar de recentemente demonstrarem alguma recuperagao.
O controlo efectuado por broncofibroscopia, aos quatro
meses de evolugdo pds-operatdria, mostrou um calibre da
traqueia conservado permitindo a progressao do fibroscopio
de 3,5 mm de didmetro externo (Olympus 3C30) ¢ exposi¢ao
simultanea dos bronquios principais ¢ bronquio lobar su-
perior direito (Figura 5) e pequenos granulomas cicatriciais
que ndo determinam reducdo do limen da via aérea. Os
controlos posteriores por broncofibroscopia (aos oito ¢ 24
meses pos-cirurgia) foram sobreponiveis, ndo mostrando
no entanto granulomas. A TCt efectuada aos dois anos de
idade ¢ inteiramente normal, sendo o calibre de toda a arvo-
re traqueo-bronquica adequado em toda a sua extensdo

(Figura 6).

Fig. 5 — Imagem de broncofibroscopia realizada 4 meses apos
a cirurgia, que demonstra calibre adequado e exposi¢ao
simultanea dos orificios bronquicos, granulomas e cicatrizes
praticamente ndo visualizaveis.
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Fig. 6 — Tomografia axial computorizada realizada 14 meses
apos a correcg¢do cirurgica. Imagem no plano axial,
imediatamente acima da carina. Notar por compara¢do com
a Figura 2-A a marcada diferenca de calibre obtida com a
correcgdo cirurgica da malformacgdo.

DISCUSSAO

A ELT (envolvendo mais de 50% da sua extensao) ¢
uma entidade clinica raral3, existindo menos de 200 casos
descritos na literatura. A mortalidade ¢ elevada chegando
a atingir os 77% em algumas séries’. Esta entidade
apresenta-se habitualmente como dificuldade respiratoria
com estridor e sibilancia, geralmente desde os primeiros
dias de vidal3 ou no decurso de infecgdes respiratorias,
tal como no caso agora descrito.

Embora a associagdo com outras malformagdes bron-
co-pulmonares (20%), cardiacas e dos grandes vasos (sling
da artéria pulmonar esquerda em 50% dos casos’), bem
como do aparelho digestivo (fistula traqueo-esofagica) e
ainda com Sindroma de Down e condrodistrofia (Sindroma
de Ellis Van Creveld)’-%-13 seja frequente, ndo foi demons-
trada nenhuma associag@o no presente caso.

A broncofibroscopia ¢ o método de eleigdo para o dia-
gnostico”8. As outras malformagdes associadas devem
ser activamente procuradas através da realizagdo de ou-
tros exames complementares de diagnostico, nomeadamen-
te TCt para avaliar a extensao da estenose e as alteragdes
dinamicas da via aérea® e a RMNt para diagnostico de
malformagdes vasculares adjacentes. A RMNt tem vanta-
gem sobre a angiografia tradicional por ndo necessitar de
contraste, sendo portanto muito menos invasiva$. A re-
construgdo tridimensional destes exames (TCt e RMNt)
proporciona imagens com detalhe suficiente para progra-
magio cirtirgica®. No caso presente a TCt com reconstru-
¢do no plano sagital em conjunto com o ecocardiograma
foram suficientes para a exclusao de malformagdes cardio-
vasculares associadas (Figura 2), o que se confirmou pos-
teriormente na cirurgia.

Originalmente a estenose da traqueia era tratada de
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forma conservadora, sobrevivendo apenas as criangas com
estenoses pouco importantes que apresentavam melhoria
com o crescimento’. Na década de 1980, apesar da intro-
ducdo de novas praticas cirirgicas'3, a mortalidade referi-
da continuava elevada variando de acordo com os cen-
tros entre 7 e 50%%1%-12:14 ¢ a taxa de re-operagio era de
22%10:14_ A utilizagdo da circulagdo extra-corporal permite
melhores resultados cirtrgicos’ existindo uma taxa de su-
cesso significativa em alguns centros.

As técnicas actualmente utilizadas sdo a anastomose
topo a topo, a traqueoplastia de alargamento e a
traqueoplastia de deslizamento. Da anastomose topo a topo
resulta encurtamento significativo, pelo que s6 ¢ utiliza-
vel quando a estenose ndo excede 50% do comprimento
da traqueia!®, e portanto ndo no presente caso. A
traqueoplastia de alargamento com colocagao de pericardio
ou cartilagem tem complicacdes frequentes, como a for-
macao de tecido de granulagdo endoluminal, estenose e
mediastinite? e necessita de longos periodos de entubagio
pos-cirtirgicalZ14. Os indices de sobrevivéncia sdo de 33%
nas primeiras séries e 83% nas mais recentes, com neces-
sidade de re-operagdo em 21-33% dos casos”!'4. A utiliza-
¢do de auto-enxerto de traqueia parece melhorar o prog-
noéstico com mortalidade operatoria de 10% e reducdo das
complicagdes!?.

A traqueoplastia de deslizamento, proposta em 1989
por Tsang et al'! e utilizada no presente caso, consiste na
divisdao transversal da traqueia no ponto médio da
estenose sendo a extremidade proximal mobilizada poste-
riormente e depois dividida longitudinalmente ao longo
de todo o comprimento da parede anterior da estenose
abaixo da cricoide. A extremidade distal ¢ mobilizada ante-
riormente e depois dividida longitudinalmente ao longo
da parede posterior da estenose até a por¢do membranosa
acima da carina, apés o que os dois segmentos da tra-
queia sdo aproximados deslizando um sobre o outro. A
disseccgdo lateral ¢ evitada para assegurar um bom forne-
cimento vascular. Obtém-se assim a duplica¢do do peri-
metro intra-luminal e o quadruplo do diametro da
estenose”!0. Parece ser, para alguns autores, a melhor
opg¢ao®1%-12. Comporta menos riscos, embora semelhan-
tes aos referidos para a traqueoplastia de alargamento,
encurta a traqueia em apenas metade do comprimento da
estenose, a anastomose obliqua e longa permite uma me-
nor tensdo nas suturas ¢ a dissec¢do limitada preserva o
fornecimento sanguineo reduzindo a isquemia. A estabili-
dade obtida pela técnica permite a extubagio precoce’-!0
tal como ocorreu no presente caso. Por outro lado, ne-
nhum dos sobreviventes apresenta limita¢des respiratori-
as com necessidade de colocagdo de protese endo-luminal
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ou traqueotomia, como acontece em 9-60% de casos, de
acordo com diferentes séries, na traqueoplastia de alarga-
mento’. A taxa de sobrevivéncia é de 73-82%%14, sendo
maior nas situagdes de estenose traqueal isolada do que
nos casos que se acompanham de outras malformagoes,
sobretudo malformagdes cardiovasculares graves. Nos
casos em que coexistem malformagdes graves verificou-
-se melhoria progndstica quando ¢é possivel a correcgdo
simultanea das malformagdes através de intervengao cui-
dadosamente planeada por equipa multidisciplinar®.

CONCLUSAO

A estenose congénita de um segmento longo da tra-
queia deve ser ponderada no diagnostico diferencial da
dificuldade respiratéria com componente inspiratdrio im-
portante, gravidade significativa e evolugdo atipica, con-
duzindo a realizagdo de broncofibroscopia’.

A cirurgia tem uma taxa de faléncia e de complica-
¢des ndo desprezivel com implicacdo vital no progndsti-
co, pelo que deve ser efectuada num centro com acesso a
uma equipa pluridisciplinar e altamente treinada. A
traqueoplastia de deslizamento ¢ actualmente a técnica
preferida em varios centros por obter melhores resulta-
dos, também verificados no presente caso, mas sera ne-
cessario um maior nimero de casos e acompanhamento

longitudinal para o afirmar!2,
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