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RESUMO

Objetivo: Ressaltar a importincia do estridor por anel
vascular em recém-nascidos.

Descric¢do do caso: Caso 1: recém-nascido a termo do
sexo feminino, com histéria prévia de poli-hidrimnio,
apresentou estridor na sala de parto e necessidade de
intubac¢io orotraqueal com parimetros ventilat6rios mo-
derados. Trouxe melhora do quadro respiratério apds a
insercao de cdnula traqueal além do habitual, o que mo-
tivou a investigacao de compressdo traqueal extrinseca.
Realizado diagnéstico de duplo arco aértico, seguido de
cirurgia corretiva com boa evolug¢do. Caso 2: menina de
sete meses com estridor desde o nascimento e diagndstico
prévio de laringomaldcia, com diversas interna¢des ante-
riores por doencgas respiratérias. Na tltima internagdo,
houve melhora dos sintomas apds a intubacio seletiva do
bronquio principal direito, sugerindo compressdo extrin-
seca da traqueia. Apés a confirmacio do diagndstico de
anel vascular, foi submetida a correcio cirdrgica, porém
evoluiu a ébito.

Comentarios: O anel vascular néo é a principal causa de
estridor em recém-nascidos, mas deve ser considerado no
diagndstico diferencial. O baixo indice de suspei¢do dessa
alteragdo leva a atrasos no tratamento e, como consequéncia,
aumenta o risco de traqueomaldcia e dismotilidade esofdgica

mesmo ap0s a corre¢ao cirirgica.

Palavras-chave: recém-nascido; sons respiratdrios; este-

nose traqueal; aorta tordcica.

ABSTRACT

Objective: To underline the importance of vascular rings
causing stridor in newborns infants.

Case description: Case 1: term female newborn
infant with prenatal history of polyhydramnios that
presented stridor in the delivery room. She was treated
with endotracheal intubation and moderate ventilator
settings. She improved her respiratory distress after the
insertion of the endotracheal tube deeper than usual.
This fact prompted the investigation of extrinsic tracheal
compression. A double aortic arch was diagnosed, which
had satisfactory surgical outcome. Case 2: a seven-month
old girl with stridor since birth and previous diagnosis
of laryngomalacia had several hospital admissions due
to respiratory distress. In her last hospital stay, she
improved after a selective intubation of the right main
bronchus, suggesting the presence of extrinsic tracheal
compression. After the diagnosis of a vascular ring, she
was submitted to the surgical correction, but she died
soon after surgery.

Comments: Vascular rings are not the main cause of up-
per airway obstruction in newborn infants but they should
be considered in the differencial diagnosis. The low index
of suspicion delays diagnosis and treatment and increases
the risk of tracheomalacia and esophageal dysmotility, even
after surgical repair.

Key-words: infant, newborn; respiratory sounds; tracheal
stenosis; aorta, thoracic.
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Introducao

Doengas congénitas e adquiridas das vias aéreas podem causar
estridor, dispneia, tosse, sibilos, disfagia e infec¢des recorrentes
do trato respiratério. A maioria desses sintomas é comum na
infAncia, mas sua persisténcia deve ser um sinal de alerta ao pe-
diatra. A causa mais frequente de estridor em criangas a avaliacdo
endoscépica é a laringomaldcia em 41% dos casos, seguida pela
estenose subglética em 18%, sendo rara a compressdo vascular
extrinseca da traqueia (2%)". Considerando-se apenas o primei-
roano de vida, a laringomaldcia e a compressao traqueal vascular
extrinseca sdo as causas mais comuns de estridor®.

Entre os diagndsticos diferenciais de estridor em recém-
nascidos estdo: estenose subglética congénita, paralisia de
cordas vocais, cisto de valécula, duplica¢do traqueal, aneu-
risma de ducto arterioso, cisto ou hemangioma subglético
e agenesia traqueal e laringea®?.

O objetivo deste relato de casos foi ressaltar a importincia
do diagnéstico de anel vascular o mais precocemente possivel,
principalmente quando os sinais e sintomas se manifestam
ja no periodo neonatal. O desconhecimento dessa anomalia
e, em consequencia, o baixo indice de suspeita sdo fatores
importantes para o atraso no tratamento, aumentando o risco
de traqueomaldcia, dismotilidade esofdgica e persisténcia dos
sintomas mesmo ap6s a corre¢ao cirtirgica®.

O Comité de Etica em Pesquisa da Faculdade de Ciéncias
Médicas da Universidade Estadual de Campinas (Unicamp)
aprovou este artigo para publica¢do sem restricdes.

Descrigcao de casos

Caso 1

Recém-nascido do sexo feminino, com antecedente de poli-
hidrimnio e sem altera¢des morfolgicas ao ultrassom. Parto
cesdreo, peso ao nascimento de 4230g, idade gestacional de 38
semanas e Apgar de 7 e 8 no 1°e 5° minutos, respectivamente.
Nasceu com boa vitalidade e chorando, com estridor e grande
quantidade de secrecdo fluida em via aérea alta. Mantinha cia-
nose no primeiro minuto, com esforco respiratério inefetivo.
Houve melhora com ventilagio com pressdo positiva e uso
de oxigénio, porém evoluiu com bradicardia. Realizou-se a
intubagdo orotraqueal, apds a qual manteve taquipneia com
roncos inspiratérios a ausculta pulmonar e hepatomegalia.
Recebeu ventilagio mecinica com parimetros moderados.
A readiografia de térax mostrou hiperinsuflacio, discreta
opacidade heterogénea peri-hilar e em dpice direito e tubo
orotraqueal 2cm acima da carina (Figura 1).
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A ausculta pulmonar passou a apresentar tempo expi-
ratério prolongado e sibilos inspiratérios e expiratérios. A
paciente mostrou piora do padrio respiratério obstrutivo,
independentemente das pressdes ventilatérias, sugerindo
estenose fixa e ndo apenas um colapso dindmico do tipo ma-
ldcia. A cAnula orotraqueal foi introduzida a 11cm do ldbio
superior, sem intubagdo seletiva, com melhora considerdvel
da ausculta pulmonar e desaparecimento do estridor, o que
permitiu diminuir o suporte ventilatério.

Realizou-se entdo tomografia computadorizada de térax
sugestiva de anel vascular. Posteriormente, a angiorressonan-
cia comprovou a presenga de duplo arco aértico envolvendo
o segmento distal da traqueia e o esdfago médio, com im-
portante estreitamento de ambas as estruturas.

No sétimo dia de internagdo, realizou-se cirurgia com
toracotomia esquerda para sec¢do do arco posterior e ligadu-
ra de canal arterial, seguida de extubacio no sétimo dia de
pés-operatério e alta hospitalar no 14° dia. No seguimento,
ap6s dois anos, apresentava-se eupneica, apenas com tosse
muito ruidosa nos episédios ocasionais de infec¢des de vias

aéreas superiores.

Caso 2

Menina de sete meses, com antecedente de estridor desde
o nascimento. A suspeita clinica inicial foi de laringoma-
ldcia; no entanto, a nasofibroscopia evidenciou provdvel
membrana na comissura laringea anterior. A crianga teve
trés internagdes prévias por insuficiéncia respiratdria,
com diagnéstico clinico de pneumonia, bronquiolite e
laringotraqueomaldcia.

Foi trazida ao pronto-socorro com piora da tosse e da
dispneia hd um dia. Apresentava desconforto respiratério
importante, caracterizado por estridor e retragdo da farcula
esternal. Apés inalagdo com adrenalina e administra¢do de
dexametasona intramuscular, passou-se a observar geméncia,
sibilancia e tempo expiratério prolongado. Realizaram-se
inalacdes com fenoterol, sem mudanga do quadro clinico,
evoluindo com piora que motivou a transferéncia para a
Unidade de Terapia Intensiva Pedidtrica (UTIP). A crianga
foi intubada, sendo iniciada a ventilagio mecanica, porém
mantinha o quadro de desconforto obstrutivo baixo.

Em episédio de piora abrupta, optou-se pela troca da
cinula traqueal. Houve dificuldade de progressio subglética
e, depois de vencida a obstrug¢do, houve melhora significativa
do desconforto. O controle radiolégico mostrava intubag¢do
seletiva do bronquio fonte direito, sugerindo obstrucio
traqueal baixa.

Rev Paul Pediatr 2010;28(4):409-12.
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A broncoscopia evidenciou obstrucio da luz traqueal em
terco distal, correspondendo a uma obstrugio extrinseca e
pulsdtil. A tomografia de térax sugeria duplicidade do arco
aértico. Para confirmagio e planejamento cirdrgico, realizou-
se angiotomografia, que confirmou o duplo arco aértico e a
compressdo do ter¢o distal da traqueia (Figura 2).

No pés-operatério, permaneceu com intubacio orotraqueal,
voltou a apresentar sibildncia com a fixa¢gio adequada da cinula
orotraqueal para a idade (a 10cm do ldbio superior), que melho-
rou com a introdugdo até 14cm. Foi repetida a broncoscopia,
que mostrou permanéncia do estreitamento traqueal dindmico
sugestivo de traqueomaldcia. Dois dias apds, a paciente faleceu
por asfixia devida a sangramento traqueal macigo.

Discussao

O sistema de arcos branquiais dd origem a seis pares de
arcos adrticos primitivos que, na vida fetal, originam parte do
arco aértico e da artéria pulmonar. Os anéis vasculares sdo de-
correntes de uma regressdo anormal do quarto e quinto arcos
do sistema branquial, resultando em compressdo da traqueia
e do esdfago®. Sao malformacdes raras e se subdividem em
anéis completos (duplo arco adrtico e arco aértico a direita
com persisténcia do ducto arterioso) e incompletos (artéria
subcldvia direita an6mala e anel de artéria pulmonar)®.

O anel vascular frequentemente é assintomdtico ao nas-
cimento e suas manifestagdes podem surgir apés meses ou
anos. Os sinais e sintomas mais comuns s3o dispneia, estridor,

. Uma forte suspeicdo deve ocorrer

tosse, sibilos e disfagia
quando hd presenca de sintomas respiratdrios recorrentes e
que ndo respondem adequadamente ao tratamento conven-
cional, por exemplo, ao uso de broncodilatadores, como no
segundo caso apresentado. Quando presentes em neonatos,
as evidéncias variam desde estridor, sibilos e infeccdes
respiratérias de repeticdo até obstrugdes agudas e graves,
acompanhadas de apneia e episédios de cianose, que podem
acompanhar-se de bradicardia®®.

A avaliagdo do recém-nascido com estridor inicia-se pela
laringoscopia que, em geral, leva ao diagnéstico de laringo-
malécia®. No entanto, existe a possibilidade da coexisténcia
de mais de um fator causal de estridor, conforme observado
no segundo caso.

Na investigagdo do anel vascular, o primeiro exame a
ser realizado € a radiografia de térax, que normalmente
mostra graus variados de atelectasia e hiperinsuflagao’”,
como descrito no primeiro paciente e mostrado na Figu-
ra 1. A técnica recomendada utiliza alta quilovoltagem na
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Figura 1 — Radiografia do primeiro caso mostra hiperinsuflagéo
pulmonar. A extremidade distal da canula traqueal esta no terco
médio da traqueia, acima do anel vascular.

Figura 2 — Angiorressonancia toracica do segundo caso.

Observam-se o ramo anterior (A) e o ramo posterior (P) do
duplo arco adrtico envolvendo a canula traqueal (seta branca),
além da sonda orogastrica (seta preta).
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incidéncia anteroposterior e lateral para melhor visualizagdo
da via aérea?.

O esofagograma ndo-invasivo e de realizagdo simples,
associado ao exame endoscépico, € o principal método diag-
néstico®. Alguns estudos relatam precisio diagnéstica em
80""a 90%" dos casos. O esofagograma mostra compressao

posterior do esbfago em todos os portadores de anomalias

r(6,7)

vasculares, exceto no anel de artéria pulmonar®”. Porém, é

importante ressaltar que a anatomia exata do anel vascular
ndo pode ser determinada por esse exame®. A broncoscopia,
por outro lado, é um exame invasivo e que pode levar a uma
piora do quadro clinico. No entanto, a broncoscopia é titil em
pacientes impossibilitados de realizarem o esofagograma®”.
O exame considerado referéncia é a arteriografia, mas também
trata-se de procedimento invasivo e de risco®®, podendo nio
ser eficiente se 0 vaso a ser estudado for atrésico®. O ideal é
escolher o método de imagem de acordo com as condi¢oes
clinicas do paciente, a disponibilidade do servico em que se
encontra e a aptiddo do examinador. Dentre as outras possibi-

lidades diagndsticas, o ecocardiograma ndo é capaz de avaliar

(12)

o tipo de anel vascular e se ele estd presente ou ndo"”. Sua

realizagdo, contudo, é recomendada posteriormente ao diag-
ndstico, uma vez que anomalias cardfacas estdo associadas em
12102 29%© dos casos.

Em algumas institui¢des®'?

, a radiografia de térax e

o esofagograma sdo considerados suficientes para indicar

S(7,10,1 3)

a cirurgia de corre¢do. Em outros locai , entretanto,

realiza-se a tomografia computadorizada ou a ressonincia
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visto no segundo caso.
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