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Manejo del angioma subglatico en lactantes
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ResuMmEN: Introduccidn. El angioma subglético es una entidad poco
frecuente cuyo tratamiento es dificil de estandarizar. Se han descrito
multiples actitudes terapéuticas con resultados clinicos variables.
Presentamos nuestra experiencia en € manejo de estos enfermos.
Material y métodos. Durante |os Ultimos tres afios hemos tenido la.opor-
tunidad de tratar cuatro pacientes diagnosticados de angioma subgl6-
tico. La edad media de presentacion fue de 4,5 + 2,8 mesesy el peso
de 6,9+ 2,04 kg. Presentamos sus caracteristicas clinicas, los sintomas
de presentacion, lalocalizaciony tamafio delalesion, el grado de obs-
truccion producida (segun la clasificacion de estenosis subgl6tica de
Cotton), el tratamiento aplicado en cada caso, las complicacionesy los
resultados obtenidos alargo plazo.

Resultados. Las|esiones producian una obstruccion mediadel 83,75%
delaluz laringea (rango 75-90%), localizandose lalesién en dos casos
en laregion posterolateral derecha, otro enlaizquierday €l Ultimo era
completamente circular.

Todos los pacientes han sido tratados inicia mente con corticoides ora-
les, recidivando lalesion tras suspender el tratamiento. Posteriormente
en todos | os enfermos se harealizado una reseccion submucosadel an-
giomamediante cirugia abierta de lalaringe. NingUn paciente precisd
larealizacion de unatraqueostomia.

Entre las complicaciones cabe destacar una estenosis subgl 6ticagrado
111 que requiri6 unalaringoplastiaanterior y posterior. Una paciente ha
fallecido por una sepsis fulminante secundaria a tratamiento médico
alos4 meses delaintervencion quirtrgica. Actualmente los pacientes
supervivientes estan asintoméaticosy sin tratamiento. El tiempo medio
de seguimiento es de 18 meses (rango 6 meses-3 afios).
Conclusiones. El tratamiento del angioma subglético es dificil de ho-
mogeneizar. La corticoterapia prolongada tiene efectos adversos im-
portantes en nifios. La cirugia abierta ocupa un lugar dentro del trata-
miento de los angiomas de gran tamafio.

Latragueostomia como opcidn terapéutica debe evitarse en el mane-
jo de estos enfermos.
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MANAGEMENT OF INFANTILE SUBGLOTTIC HEMANGIOMA

ABSTRACT: I ntroduction. Subglottic hemangiomais an unusual lesion
which can be treated in various ways. Multiple therapeutic attitudes
with variable clinical results have been described.

We present our experience in the management of these patients.
Patients and methods. During last the three years we have treated four
patients with subglottic hemangioma. The mean age was of 4.5+ 2.8
months and the mean weight of 6.9 + 2.04 kg. We present its presen-
ting symptoms, location and size of the lesion, grade of obstruction (ac-
cording to the classification of subglottic stenosis of Cotton), the tre-
atment applied, complications and results in the long term.

Results. The lesions produced a mean obstruction of 83.75% of the air-
way (range 75-90%), being located in the right posterolateral region
(2), left posterolateral region (1) and the last was completely to circu-
late.

All the patients have been treated initially with steroids, but recurren-
ce of symptoms when steroid dosage was decreased. All angiomas we-
re removed surgically by submucous resection. No tracheotomy was
performed.

One patients developed a grade I11 subglottic stenosis that required an
open surgery (laryngotracheoplasty with anterior a posterior graft). One
patien suffered an overwhelming sepsis probably secondary to medi-
cal treatment. All patients had not had further respiratory difficulties.
Postoperative follow-up is 18 months (range from 6 monthsto 3 years).
Conclusions. Treatment of subglottic hemangiomais difficult to stan-
darize. Treatment with steroids have many adverse effectsin chil-
dren. The surgical treatment offer agood option in the treatment of the
angiomas of great size. Traqueostomy as must be avoided in the ma-
nagement of these patients.

KEY woRrbs: Subglottic hemangioma; Subglottic stenosis; Steroids;
Submucous resection.

INTRODUCCION

El hemangioma subgl ético es una malformacion vascu-
lar que se presenta en los lactantes de primeros meses de vi-
da. Estas |esiones aparecen de forma més frecuente en ni-
fias con una proporcion de 2:1. El sintoma de presentacion
més frecuente es el estridor, siendo otros sintomas menos fre-
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cuentes latos, cianosisy ronquido. Los sintomas clinicos
tipicamente flucttan alo largo del tiempo, con fases de me-
joriafranca, empeorando con la agitacion, €l llanto o lasin-
fecciones respiratorias. El diagnostico se basa, fundamental-
mente, en laimagen broncoscopica. Estas |esiones son tipi-
camente unilateraes, blandasy compresibles, submucosasy
de color rojizo®.

Histopatol 6gi camente hay trestipos de hemangiomas: ca-
pilar, cavernoso y mixto. El capilar ese tipo de angiomamés
frecuente en la subglotis.

Lahistoria natural de estas lesiones es alaregresion es-
pontanea hacia los 2 afios de edad. Lamentablemente no exis-
ten signos que predigan qué angiomas van aregresar ni cuan-
to tiempo van atardar. El propésito del tratamiento es pro-
porcionar una via aérea adecuada para el desarrollo de estos
nifios. Para ello se han desarrollado multiples alternativas de
tratamiento (traqueostomia, corticoterapia, |asar, interferdn-
afa, cirugia, etc.), lo que nos acerca alaidea de que alin no
hemos encontrado |a pauta de tratamiento adecuada'y espe-
cifica

MATERIAL Y METODOS

Durante los Ultimos tres afios hemos tenido la oportuni-
dad detratar cuatro pacientes diagnosticados de angioma sub-
glético. Laedad media de presentacion fue de 4,5 + 2,8 me-
sesy el peso de 6,9 + 2,04 kg. Revisamos de forma retros-
pectiva sus caracteristicas clinicas, |os sintomas de presenta-
cion, lalocalizacion y tamafio de lalesion, el grado de obs-
truccion producida (segln la clasificacion de estenosis sub-
gléticade Cotton®@), el tratamiento aplicado en cada caso, las
complicacionesy los resultados obtenidos alargo plazo.

Caso clinico 1. Varon de 1 mesy medio que acude por
estridor. Se realiza una fibrobroncoscopia en la que se obje-
tivaun angioma posterolateral derecho que obstruye el 80%
de laluz. Comienza tratamiento corticoideo con metilpred-
nisolona a 2 mg/kg/dia. El paciente es dado de altareeva-
luandose alas 3 semanas. La broncoscopia de control mues-
traunareduccion del tamafio del angioma que obstruye Uni-
camente el 20% de laluz. Ante lamejoriaclinicaseinicia
€l descenso de corticoterapia reapareciendo alas 2 semanas
€l estridor con un aumento del tamafio del angioma. Se de-
cide realizar cirugia abierta mediante cricotiroidotomia an-
terior con coagulacion del angioma. El paciente se mantie-
ne intubado durante 8 dias tras laintervencion quirdrgica,
siendo dado de alta 3 dias més tarde. En la broncoscopia de
control, realizada 2 meses después, se objetiva una minima
estenosis subgl ética posterior residual que no provocasinto-
matologia. Actualmente, 30 meses después, el paciente esta
asintomético y con buena ganancia ponderal.

Caso clinico 2. Mujer de 2 meses que consulta por es-
tridor. La paciente presentaun angiomafacial izquierdo muy
evidente sin otros antecedentes personales de interés. Lafi-
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brobroncoscopia diagndstica objetiva un angioma subgl 6ti-
co derecho que produce unaobstruccion del 75% delaluz la
ringea. Presenta, ademas, un angioma en la cuerda vocal
derechay un angioma traquea derecho, ambos planos, que
no provocan ninguna obstruccion adicional. Se realiza ciru-
gfa abierta mediante cricotiroidotomia anterior con extirpa-
cion aparente de la totalidad del angioma. La nifia se man-
tiene intubada durante 5 dias en la UCIP. A los 6 dias de la
extubacion lapaciente recibe €l ata hospitalariaante la bue-
naevolucion clinica. Dos meses més tarde reingresa en nues-
tro Servicio por recidiva de la sintomatol ogia realizandose
durante el ingreso una fibrobroncoscopia donde se objetiva
unarecidiva de lalesion con una obstruccion del 75-90%
delaluz laringea. Sereinicia tratamiento con dexametaso-
naa0,5 mg/kg/dia durante un mes realizando posteriormen-
te pauta descendente. Un mes tras la retirada de la cortico-
terapia reingresa con estridor, reiniciandose el tratamiento
con dexametasonaa 0,75 mg/kg/diaun mesy a 0,5 mg/kg/dia
durante 4 semanas.

Controlada de nuevo ala paciente en menos de 2 me-
ses, no se visualiza obstruccién laringea por lo que comen-
zamos el descenso de la corticoterapia. A 1as 24 horas pre-
senta una sepsis fulminante con fracaso multiorganico.

Caso clinico 3. Varon de mesy medio portador de un an-
giomafacia que comienza con estridor. Instauramos trata-
miento corticoideo con metilprednisolona a2 mg/kg/dia du-
rante un mes descendiendo posteriormente a 1 mg/kg/diay
0,5 mg/kg/dia cada dos semanas. Tras el descenso €l nifio
reingresa por reagudizacion de los sintomas. Realizamos una
broncoscopia en la que se objetiva un angioma subgl 6tico cir-
cular que produce una obstruccion del 90% de laluz larin-
gea. Durante e mismo procedimiento se intuba preventiva-
mente ad paciente ante lasituacion tan critica que presenta su
viaaérea. A las 24 horas se realiza una reseccion del angio-
ma por cirugiaabierta. El paciente se mantiene intubado en-
dotraquealmente durante 10 dias, algo més de lo habitual, de-
hido a desarrollo de unainfeccién local en laherida quirdr-
gica que requiri6 curas locales diarias. El paciente se extu-
basinincidenciasy recibe el altadomiciliaria. A las seis
semanas el paciente presenta nuevamente estridor, objeti-
vandose en lafibrobroncoscopia de control una estenosis sub-
glética cicatricial anterior grado II-111 de Cotton®@. Se deci-
de realizar una laringotraqueoplastia con un injerto anterior
de cartilago costal que hatenido muy buenaevolucion clini-
ca. El paciente esta actualmente, un afio tras la dltima ciru-
gia, clinicamente asintomaético.

Caso clinico 4. Vardn de 10 meses remitido desde otro
centro diagnosticado de angioma subglético, que habiare-
cibido tratamiento en su centro de referencia con laser de
CO; alos 6 meses de edad. El paciente presenta dificultad
respiratoriay estridor importante. En la broncoscopia se ob-
jetiva un angioma subgl 6tico izquierdo que provoca una
obstruccion de aproximadamente el 80% de laluz laringea.
Se intenta como primer escal6n terapéutico comenzar con
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tratamiento corticoideo con metilprednisolonaa 2 mg/kg/dia
durante 20 dias sin conseguir una buena respuesta. Seindi-
catratamiento quirargico mediante cricotiroidotomia an-
terior con reseccion submucosa del angioma. El paciente
permanece intubado endotraquealmente en UCIP durante 7
dias, transcurriendo el postoperatorio sin complicaciones.
Actualmente, 7 meses después, el paciente esta totalmente
asintomatico.

RESULTADOS

L aslesiones producian una obstruccion mediade 73,75%
delaluz laringea (rango 75-90%), localizandose lalesion en
dos casos en laregion posterolateral derecha, otro en laiz-
quierday el Ultimo era completamente circular.

Todos |os pacientes han sido tratados inicialmente con
corticoides orales, recidivando lalesion en todos ellos tras
suspender el tratamiento. Posteriormente en todos |os en-
fermos se harealizado una reseccion submucosa del angio-
ma mediante cirugia de lalaringe. El tiempo medio de intu-
bacién postoperatoria ha sido de 7,5 dias (rango 5-10 dias).
Ningun paciente preciso larealizacion de unatraqueostomia.

Entre las complicaciones cabe destacar una estenosis sub-
gléticagrado 111 que requiri6 unalaringoplastia con injerto de
cartilago costal anterior y posterior. Una paciente hafalecido
por una sepsis fulminante, probablemente secundaria al trata-
miento médico, alos 4 meses de laintervencion quirdrgica.

Actualmente los pacientes supervivientes estan asinto-
maticosy sin tratamiento. El tiempo medio de seguimiento
€s de 18 meses (rango 6 meses-3 afios).

DISCUSION

El angioma subgl ético es una entidad propia de fécil diag-
nostico pero dificil tratamiento. Laclinicade estos enfermos
€S poco caracteristica. Generalmente comienzan con estridor
inspiratorio y espiratorio alas 3 0 4 semanas de nacer y po-
€0 apoco los sintomas van empeorando, haciéndose mas evi-
dentes con laingesta. La edad media de presentacion se si-
tUa drededor de los seis meses.

Hasta un 50% de estos pacientes tienen angiomas cuté-
neos acompafiantes®, cuya presencia puede orientarnos ha-
ciael diagndstico clinico.

Lalocalizacion mas frecuente de |0s angiomas subgl 6ti-
coseslateral. Laestenosislocaizadaanivel posterior sugiere
unalesion de tipo congénito@. El grado de obstruccion es
enormemente variable, desde aquellos que son practicamen-
te asintomaticos a otros que provocan hasta un 90% de obs-
truccion delaluz laringea.

Siempre se hadicho que la evolucidn habitual delos he-
mangiomas es el crecimiento durante |0s primeros meses de
laviday posteriormente la estabilizacion con tendenciaala
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regresion alrededor de primero 0 segundo afio de edad. Lare-
alidad es que la evolucion clinica de estas lesiones es varia-
ble. Algunos comienzan ainvolucionar alos seis meses de
edad, mientras que otros estaran presentes hasta casi |0s cua-
tro afios de edad, siendo frecuente lainvolucion incompleta
quedando lesion residual @,

El tratamiento de |os angiomas subgl 6ticos es muy va-
rigble. El mangjo y las pautas terapéuticas no estén adecua-
damente establecidos, o que indica que aln no se haen-
contrado el tratamiento ideal.

Latragueostomia como abordaje terapéutico y posterior-
mente esperar alainvolucion de lalesion, parece actua men-
te abandonada por practicamente todos los autores®. Latra-
queostomia conllevaun riesgo importante de mortaidad y mor-
bilidad®. No parece muy adecuado mantener una traqueosto-
miacon unalesion subyacente en proceso de crecimiento y Sin
control con los riegos que conlleva en caso de decanulacion
accidental con unalesion totalmente obstructiva subyacente,
desplazamiento de la canula por lalesion angiomatosa, ries-
go de hemorragia, etc. Es de sobraconocidalamorbilidad aso-
ciada de latragqueostomia en nifios, con deficienciasen laad-
quisicién del lenguaje, infecciones respiratorias de repeticion
y €l estigmasocia y familiar que conllevaun nifio con unacé
nula. En nuestra experiencia es unatécnicaa evitar, sempre
que seaposible, en la préctica clinica pediétrica.

El tratamiento con corticoides sistémicos es considerado
por muchos €l tratamiento de eleccidn, o al menos como el
primer escal 6n terapéutico®. Sadan y cols.® publicaron una
serie de 60 nifios con angiomas en distintas localizaciones a
|os que someten a tratamiento con corticoides a dosis altas
(prednisona 5 mg/kg/dia), obteniendo unos resultados exce-
lentes en el 68% y buenos €l 25%. El tratamiento fracaso en
el 7% restante. A pesar de mantener el tratamiento durante
unamedia de 8-10 semanas, no observaron efectos secunda-
riosimportantes en estos nifios. Enjolrasy cols.( publicaron
una serie de 25 lactantes con angiomas con crecimiento im-
portante que fueron tratados con corticoides sistémicos. Veinte
fueron tratados a una dosis de 2-3 mg/kg/dia, a resto le fue
administrada una dosis menor. El 30% mejoraron |lamati-
vamente, otro 30% no demostré ninguna respuesta a trata-
miento y el 40% restante mejoro levemente, sin poder atri-
buir lamejoraal tratamiento corticoideo 0 alainvolucion na-
tural delalesién. En nuestra limitada experienciatodas las
lesiones recidivaron una vez suspendido el tratamiento cor-
ticoideo, lo que nos llevé a plantear la opcidn quirdrgica.

Aunque los autores defensores de estos tratamientos ase-
guran que no tienen efectos secundarios importantes® 8, es
cierto que existe un riesgo de habito cushinoide, osteoporo-
sisy retraso en €l crecimiento, asi como de sepsiscon €l ries-
go importante de mortalidad que conlleva en lactantes pe-
quefios. Todos los autores reconocen, aun en 1os mejores
casos, €l riesgo real de recidiva de las |esiones unavez sus-
pendido el tratamiento, como ha sido nuestra experiencia
en todos |os casos.
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Enlos Ultimos afios el tratamiento de los angiomas con &
ser se haido estableciendo poco a poco en la précticaclinica
diaria. Las primeras publicaciones tenian unos resultados po-
co homogéneos con lesiones residuaesimportantes. Los nue-
VOS equipos estan obteniendo resultados cada vez mejores. El
tratamiento con laser de CO, es considerado por agunos co-
mo €l tratamiento inicia de eleccion. Aunque sus detractores
aseguran que es poco especifico parael tratamiento de estas
lesionesy tiene poca eficaciaen la coagulacion. Generalmente
obstrucciones de més de un 50% de laluz laringea varias se-
siones de l&ser hasta conseguir un buen resultado, con lacon-
siguienteintubacion y estanciaen UCIP durante un tiempo va
rigble. Las series publicadas observan hasta un 20% de este-
nosis subgléticas residuales en |os angiomas tratados con es-
tatécnica. El laser de Neodinio (lasar Nd:YAG) se considera
un laser coagulador. Es (til paralaslesiones grandesy grue-
Sas, aunque su uso puede provocar lesiones en los tejidos cir-
cundantes'y probablemente aumentar el riesgo de estenosis
subglética 8. Otros prefieren el laser KTP, defendiendo que
es absorbido fundamentalmente por la hemoglobina, siendo
ideal para el tratamiento de lesiones vasculares®).

El tratamiento con radioterapia actualmente se conside-
racontraindicado, pues su efecto es bastante variable y con-
[leva un riesgo importante de enfermedades malignas en ni-
fios, fundamentalmente tiroideas®.

El Interferén-alfa puede tener agin lugar en € tratamiento
de estas lesiones. Entre sus desventajas hay que destacar el
tiempo que tarda este tratamiento en hacee efecto, siendo di-
ficilmente aplicable en angiomas que produzcan una obs-
truccion significativa de la via aérea 0.

Lacirugia abierta es una opcion real que debe conside-
rarse en os casos de angomas de gran tamafio circunscritos
alaviaaérea. Latécnica quirdrgica que hemos realizado es
la misma descrita por otros autores. Mediante cricotiroido-
tomia en linea media anterior se realiza una reseccion sub-
mucosadel angioma. Al igual que otros muchos autores, cre-
€mos que esta cirugia debe realizarse ya en un solo tiempo,
eivtando latraqueostomia®. Posteriormente el paciente per-
manece intubado durante un periodo de tiempo variable se-
gun los trabajos publicados, pero que viene a oscilar entre 3
y 7 dias®. 11.12, En nuestro caso la media fue de 7,5 dias.
Actuamente mantenemos la relgjacion muscular €l minimo
tiempo posible, manteniendo la minima sedacion paraque €
paciente esté comodo con el tubo endotraquedl. Asi, laasis-
tenciarespiratoriaes minima o nulay las complicaciones pos-
toperatorias se reducen considerablementes. 14),

CONCLUSIONES

El tratamiento del angioma subgl6tico debe ser multidis-
ciplinar. Las mdltiples opciones terapéuticas deben utilizar-
se personalizadas para cada paciente, considerando las ven-
tajas'y los beneficios que nos aporta cada una de ellas.
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El tratamiento con corticoides tiene, en nuestra expe-
riencia, una eficacia limitada en el tratamiento de estas le-
siones. Ademés la corticoterapia prolongada tiene efectos ad-
versos importantes en nifios.

La cirugia con l&ser probablemente tenga un lugar en el
tratamiento de |os angiomas de pequefio tamafio. Lacirugia
abierta ocupa un lugar dentro del tratamiento de los angio-
mas de gran tamafio. Actualmente la cirugialaringea en un
tiempo puede realizarse de forma segura con minimas com-
plicaciones postoperatorias. La traqueostomia como opcion
terapéutica debe desterrarse en el manejo de estos enfermos.
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