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Uno strano caso di stridore
inspiratorio e disfagia

An unusual case of inspiratory stridor and dysphagia

Riassunto

L'insorgenza di stridore inspiratorio e disfagia pud essere determinata da numerose cause e per tale motivo a
volte puo essere difficoltoso giungere alla diagnosi ed al corretto approccio terapeutico.

Nel presente lavoro descriviamo il caso di un paziente di 72 anni, maschio, caucasico, con una stenosi
tracheale concentrica associata ad ipomobilita bilaterale delle corde vocali e aspirazione polmonare di cibo
secondaria ad ictus ischemico e reflusso gastro-esofageo.

Il paziente & stato inizialmente sottoposto ad un trattamento medico intensivo che purtroppo non ha evita-
to il progressivo peggioramento della condizione anatomica e della sintomatologia. Siamo infine giunti alla
diagnosi corretta dopo un complesso iter diagnostico ed infine & stata eseguita una ventricolo-cordectomia
posteriore destra tramite laser a diodi.

Summary

There are a number of causes which can lead to the onset of inspiratory stridor and dysphagia and it is
sometimes difficult to achieve diagnosis and correct therapeutic approach. We describe the case of a 72-
year old man, caucasian, with subglottic concentric tracheal stenosis associated with bilateral vocal chord
hypomobility and chronic tracheal and pulmonary aspiration of food material as a result of a stroke and gastro-
oesophageal reflux. The patient was initially subjected to intensive medical treatment which however did not
prevent progressive worsening of the anatomic condition and the symptoms. We arrived at the diagnosis after

conducting a number of tests.

A diode laser-assisted right posterior ventriculocordectomy was then carried out which made it possible to

improve the clinical condition.

Introduzione

Esistono numerose condizioni che
determinano lo sviluppo di stridore inspi-
ratorio e disfagia. Tali cause sono a volte
complesse, eterogenee (di tipo infettivo e
non, congenite ed acquisite, iatrogeniche
ed altre ancora) (Tabelle 1a, 1b) e possono
rendere difficoltosa la corretta diagnosi e
di conseguenza il giusto approccio tera-
peutico.

In questo lavoro riportiamo il caso di un
paziente con una grave stenosi subglotti-
ca concentrica associata ad ipomobilita
bilaterale delle corde vocali, aspirazione
tracheale e polmonare cronica di materiale
alimentare come conseguenza di un pre-
gresso ictus ischemico e reflusso gastro-
esofageo. Tutto questo ha comportato un
complesso e difficoltoso iter diagnostico
ed infine un delicato intervento di chirurgia
endoscopica delle alte vie respiratorie.

Caso clinico

Giunge alla nostra attenzione un pa-
ziente maschio, 72 anni, caucasico, ex
fumatore (30 pack/year) da 5 anni che pre-
senta dispnea, tirage e malessere da alcuni
mesi.

In anamnesi ictus ischemico con secon-
daria emiparesi successivamente regredita,
lieve ipostenia dell’arto inferiore, difficolta
nella deglutizione con comparsa di tosse e
disartria. |l paziente non era mai stato sot-
toposto ad intubazione oro-tracheale pre-
cedentemente

[l primo ricovero avviene in aprile
2008. Al’ingresso il paziente presen-
tava una saturazione ossiemoglobinica
del 97% in aria ambiente, con presenza
al’esame emocromocitometrico di leu-
cocitosi neutrofila (13670/mm3) ed eosi-
nofilia periferica (23,10%). Tutti i tests im-
muno-reumatologici, compresi p-ANCA
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e c-ANCA per escludere eventuali vasculiti, erano
risultati negativi, cosi come negativi erano risultati
i markers neoplastici, I'intradermoreazione di Man-
toux ed il dosaggio dell’ ACE sierico. Nella horma la
funzionalita renale.

Abbiamo quindi eseguito numerose indagini fun-
zionali e diimaging, a partire dalle prove di funzionalita
respiratoria, le quali mostravano una sindrome disven-
tilatoria restrittiva lieve, con la curva flusso-volume
ad indicare una ostruzione delle alte vie respiratorie
(Figura 1).

La condizione era compatibile con
una flogosi suppurativa secondaria ad
aspirazione cronica di materiale di tipo
alimentare.

Alla fibrobroncoscopia abbondante essudato puru-
lento nei seni piriformi ed una stenosi tracheale con-
centrica cicatriziale a livello subglottico con estensione
cranio-caudale di 4-5 cm, diametro massimo di 7-8
mm (Figura 2A). La mucosa era iperemica, facilmente
sanguinante, con presenza di depositi xantomatoidi al
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Figura 1. Pletismografia corporea con curva Flusso Volu-
me: Insufficienza ventilatoria restrittiva di grado lieve con
curva flusso volume indicativa di ostruzione delle alte vie
respiratorie.

di sotto della stenosi stessa e secrezioni purulente a
livello tracheo-bronchiale.

Sono quindi state effettuate delle biopsie bron-
chiali a livello delle pareti tracheali ed in corrispon-
denza della stenosi; le relative indagini istologiche

Figura 2. A) Fibrobroncoscopia: stenosi cicatriziale concentrica della trachea cervicale. B) Biopsia tracheale: granulo-
ma degenerativo associato a flogosi granulomatosa e suppurativa. Ematossilina-Eosina, 200x. C) Esiti intraoperatori della
ventricolo-cordectomia posteriore destra. D) Esiti intraoperatori della dilatazione tracheale.
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evidenziavano una infiammazione purulenta e xanto-
granulomatosi aspecifica (Figura 2B), con rilievo fo-
cale di fibre vegetali e negativita per la ricerca di infe-
zioni di tipo batterico tramite colorazione di Grocott.
La condizione era quindi compatibile con una flogosi
suppurativa secondaria ad aspirazione cronica di ma-
teriale di tipo alimentare. | successivi esami colturali
per flora batterica, micotica e micobatterica sull’es-
sudato bronchiale erano risultati negativi mentre la
TC del collo mostrava stenosi serrata della trachea
cervicale subglottica con estensione di 4-5 cm (Figu-
ra 3C). La successiva CT/PET mostrava una diffusa
iperfissazione del tracciante 18F-FDG a livello della
stenosi tracheale.

Abbiamo quindi sottoposto il paziente a valutazione
foniatrica, dalla quale era emersa marcata ipomobilita
delle corde vocali (prevalentemente a destra) con im-
portante adduzione e ridotta abduzione, ma lume re-
spiratorio residuo sufficiente. La rinofibroscopia dopo
assunzione orale di gel colorato era risultata nella nor-
ma, cosi come 'esame cineradiografico non mostra-
va evidenti alterazioni della fase orale e faringea della
deglutizione, ma solo inalazione tracheale di piccole
quantita di bario non percepita dal paziente e senza
riflesso della tosse (Figura 4).

Figura 3. A-D Immagini TC: stenosi serrata a livello della
trachea subglottica (2-C).

Figura 4. La freccia mostra I'aspirazione del mdc nella via
respiratoria.
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L’ esofago-duodeno-gastroscopia mostrava un mu-
scolo cricofaringeo che permettevail passaggio dell’en-
doscopio senza lesioni macroscopiche, mentre all’esa-
me istologico delle biopsie esofagee era apprezzabile
esofagite con flogosi cronica erosiva, da reflusso.

Il paziente ha rifiutato la biopsia osteomidollare e
I'agoaspirato midollare, al fine di studiare la clonalita
della serie eosinofila per escludere un ipereosinofilia
idiopatica.

Abbiamo quindi intrapreso terapia mediante anti-
biotici a largo spettro, steroidi sistemici ed inibitori di
pompa protonica ad alto dosaggio, con miglioramento
delle condizioni cliniche.

La fibrobroncoscopia, dopo tale trattamento, mo-
strava una riduzione della flogosi e tumefazione della
stenosi, con un profilo acuto delle aritenoidi e cospicua
riduzione dell’infiltrato xantomatoide ma, soprattutto,
le abbondanti secrezioni purulente dei seni piriformi
sembravano scomparse con pervieta del lume comun-
que invariata.

A questo punto il paziente ¢ stato sottoposto ad
un ciclo di riabilitazione foniatrica, dopo il riscontro di
persistente iporeflessia del faringe che, insieme alla vo-
race assunzione di cibi e liquidi riferita in anamnesi e al
reflusso gastro-esofageo, era stata ritenuta come pos-
sibile causa di aspirazione di materiale alimentare.

Dopo consultazione multidisciplinare, abbiamo ri-
tenuto opportuno posporre I'approccio chirurgico alla
stenosi (resezione tracheale e anastomosi tracheo-
tracheale) optando per uno stretto follow-up, anche
in considerazione del buon compenso respiratorio in
questa fase e della ancora non chiara eziologia della
stenosi e del deficit sensitivo-motorio laringeo.

Nel luglio 2008, il paziente veniva nuovamente rico-
verato presso il nostro reparto per iperpiressia e pre-
senza al radiogramma toracico di un addensamento
polmonare basale destro compatibile con un nuovo
episodio di broncopolmonite ab-ingestis. Era presente
inoltre tirage con disfonia, marcata leucocitosi neutrofi-
la (30.000/ mm?) ma non ipossiemia. Il successivo esa-
me colturale dell’'escreato per germi comuni, miceti e
micobatteri risultd ancora una volta negativo. Il pazien-
te venne quindi sottoposto nuovamente ad un ciclo
di terapia antibiotica a largo spettro, con successivo
miglioramento del quadro clinico e regressione radiolo-
gica del’addensamento, ma la fibrobroncoscopia evi-
denzid un peggioramento dell’entita della stenosi della
trachea, la quale presentava un lume residuo di 5 mm,
per cui venne aggiunta terapia steroidea sistemica con
un parziale miglioramento del quadro.

A questo punto il paziente veniva inviato al Centro
di Chirurgia delle alte vie aeree dell’Ospedale di Pado-
va, dove & stato sottoposto a ventricolo-cordectomia
posteriore destra con laser a diodi in video-laringo-
scopia (Figura 2C). Durante la manovra si ottenne una
dilatazione tracheale progressiva fino a 12 mm, con
miglioramento significativo della sintomatologia e della
condizione anatomica (Figura 2D). Ad oggi il paziente
non ha piu avuto necessita di ulteriori ricoveri ospeda-
lieri o trattamenti antibiotici.
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Discussione

Le cause di stridore inspiratorio nell’adulto sono nu-
merose, di tipo infettivo e non, iatrogeniche, congenite
ad altre ancora, con modalita di insorgenza di tipo acu-
to e cronico (Tabelle IA, IB).

La stenosi tracheale negli adulti puo
essere raramente una conseguenza
della aspirazione tracheo-bronchiale
cronica, come nei casi di disfagia.

Tabella IA. Cause acute di stridore inspiratorio.
Non infettive

e Corpi estranei

e Edema angioneurotico
e Traumi

e Ustioni

Infettive

e Laringo-tracheobronchite
e Spasmo laringeo

e Epiglottite

¢ Tracheite batterica

e Ascesso peritonsillare

e Ascesso retrofaringeo

e Difterite

Tabella IB. Cause croniche di stridore inspiratorio.

Congenite Acquisite
e | aringomalacia e Cicatrici post-intubazione
La stenosi tracheale negli adulti compare quasi * Emangiomi ~ * Masse mediastinico
sempre come conseguenza di neoplasie o condro- |’ gf‘erigss'iiilf Tg;idc(zvooah . gsuﬁ’lgr%?rd'ova%o'a”
malacia; altre possibilita sono infezioni, vasculiti, esiti o Ancli vasool%ri P
post-operatori, traumi cervicali e, meno frequente- N

mente, policondrite ricorrente. Pud essere raramente
una conseguenza della aspirazione tracheo-bronchiale
cronica, come nei casi di disfagia secondaria a pre-
gresso stroke ischemico acuto, associata a sua volta a
possibili deficit motori e del linguaggio.

Una percentuale compresa fra il 23 ed il 50% dei
soggetti con stroke infatti sviluppa disfagia . In percen-
tuali ancora piu basse, esiste la possibilita di stenosi
tracheali idiopatiche 2. Le metodiche di screening piu
utilizzate per la valutazione della disfagia sono la video
fluoroscopia (VF), la cineradiografia o il test dell’acqua 2.
La valutazione della deglutizione, attraverso le varie
fasi: orale, velofaringea e faringea, dovrebbe essere
attuata in ogni paziente con ictus, poiché I'aspirazione
silente rappresenta un grave rischio per tali pazienti.
In uno studio su 114 pazienti con ictus, I'aspirazione
silente, evidenziata alla VF, aumentava di 5,5 volte il
rischio relativo di pneumopatie 4.

Per quanto riguarda la disfagia, essa ha una alta
prevalenza nella popolazione®. Nella fase acuta, la ri-
cerca dei rischi di aspirazione & essenziale per preve-
nire complicazioni, ma anche il follow-up del paziente
cronico ha la stessa importanza, proprio perché la pos-
sibilita di aspirazione di cibo & elevata e spesso silente
sia clinicamente che radiologicamente ©. A maggior ra-
gione in pazienti affetti da reflusso gastro-esofageo e/o
da iporeflessia del faringe.

La disfagia ha una alta prevalenza
nella popolazione.

Valutate quindi tutte queste possibilita, I'eziologia
della stenosi tracheale nel nostro caso non & ascrivibile
ad un’unica ma a piu cause.

Il paziente non era mai stato sottoposto ad intu-
bazione oro-tracheale e la policondrite ricorrente era
stata esclusa, non esistendo interessamento delle car-
tilagini tracheali.

L'assenza di sintomi sistemici e la negativita degli
ANCA escludeva con buona probabilita una Granulo-
matosi di Wegener. L'assenza di contatti tubercolari, la
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negativita della reazione intradermica di Mantoux, I'as-
senza di tubercolosi polmonare, il miglioramento degli
indici di flogosi, dei sintomi, della deglutizione e la mu-
cosa a livello della stenosi dopo trattamento steroideo
ed antibiotico aspecifico oltre alla negativita della ricer-
ca di micobatteri permetteva di escludere una forma
tubercolare, mentre I'assenza di eosinofili e di cellule
di Langerhans nel granuloma a livello della biopsia tra-
cheale escludeva un granuloma eosinofilo.

| granulomi stessi non avevano le caratteristiche
morfologiche compatibili con una sarcoidosi ed inoltre
non esistevano altre manifestazioni polmonari ed ex-
trapolmonari.

Sulla base di quanto detto finora, sembra ragione-
vole pensare che I'aspirazione cronica di cibo (secon-
daria all’iporeflessia laringo-tracheale ¢ alla lieve disfagia
come esiti dellictus, associata al reflusso gastro-eso-
fageo) possa essere stata direttamente responsabile
dell’infiammazione cronica e dello sviluppo della steno-
si, peraltro presente solo al di sotto del piano glottico.

Abbiamo privilegiato la scelta di un
approccio terapeutico endoscopico
piuttosto che chirurgico della stenosi.

Per quanto riguarda il trattamento di queste condi-
zioni, in letteratura non esistono tecniche standard, e
quindi & necessario un approccio personalizzato ” 8. Noi
abbiamo privilegiato la scelta di un approccio terapeu-
tico endoscopico piuttosto che chirurgico (anastomosi
tracheo-tracheale) della stenosi, considerate anche le
indicazioni di letteratura e I'eta del paziente °.

Si & quindi optato per una ventricolo-cordectomia
posteriore destra con laser a diodi per trattare il blocco
laringeo e per la stenosi tracheale € stato eseguito un
trattamento endoscopico con progressiva dilatazione
meccanica ed i successivi controlli a 3, 6 e 18 mesi
dimostravano sostanziale stabilita clinica ed endosco-
pica.

Rassegna di Patologia dell’Apparato Respiratorio



Dopo un attento esame endoscopico, le considera-
zioni che hanno guidato le decisioni terapeutiche sono
state le seguenti:

e |a difficolta respiratoria era, secondo noi, determi-
nata sia dalla paralisi laringea, trattata quindi con la
cordectomia laser, che dalla marcata stenosi sotto-
glottica;

® |a stenosi aveva una considerevole estensione
cranio-caudale (circa 5 cm) e determinava una ri-
duzione del lume del 70% nel punto di massimo
restringimento.

Le considerazioni precedenti, la storia clinica e la
natura multifattoriale della patologia ci hanno indiriz-
zati, in prima scelta, verso un atteggiamento conser-
vativo (trattamento endoscopico vs altre tecniche piu
invasive), pur necessitante di un accurato follow-up
per valutare la stabilita dei risultati ottenuti in quanto
la stenosi potrebbe recidivare, soprattutto se le cause
ipotizzate (inalazione cronica) non si fossero risolte.
In tal caso sarebbe possibile ripetere il trattamento
endoscopico 0, se ritenuto strettamente necessario
(poiché I'approccio chirurgico demolitivo potrebbe
presentare rischi di ulteriori complicanze a livello tra-
cheale), eseguire un trattamento di seconda linea piu
invasivo come una resezione tracheale con anasto-
mosi e quindi tracheoplastica con posizionamento di
stent endoluminale, con o senza tracheotomia. Tutto
cid eventualmente accompagnato o preceduto dal
posizionamento di PEG per prevenire o ridurre il ri-
schio di inalazione di bolo alimentare. A tale proposito
va ricordato che il nostro paziente era stato sottopo-
sto ad un prolungato ciclo di riabilitazione foniatrica e
della deglutizione.

In conclusione, il grande numero di cause eziologi-
che potenzialmente responsabili della condizione clini-
ca del nostro paziente ha portato ad un complesso iter
diagnostico e terapeutico, il quale ha infine permesso
un notevole miglioramento del quadro. Sara necessa-

rio comunqgue un attento e lungo follow-up per valutare
la persistenza dell’attuale stabilita dei risultati ed esclu-
dere le sempre possibili recidive.
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1) La diagnosi di stridore inspiratorio e disfagia é:
 particolarmente facile
 impossibile
[ spesso difficile
1 mai raggiungibile

2) Le cause di stridore inspiratorio nell’adulto:
d sono pochissime
[ possono essere acute
1 sono assenti
[ possono essere per cause urologiche

3) Nel caso clinico presentato i granulomi erano tipici:
d della sarcoidosi
 della tubercolosi
[ della istoplasmosi
(d nessuno dei precedenti

4) Direttamente responsabile dell’inflammazione cronica e dello sviluppo della stenosi sub-glottica ¢ stata
ipotizzata:

I'aspirazione cronica di cibo

una malattia intestinale

una infezione broncopolmonare

una sarcoidosi delle vie aeree

oooDod

5) La pletismografia corporea e la curva flusso-volume mostravano:

[ una grave s. disventilatoria restrittiva

d un quadro normale

4 insufficienza ventilatoria restrittiva di grado lieve ed ostruzione delle alte vie respiratorie

[ un quadro tipico di asma bronchiale
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