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Propranolol verksamt vid trakealt
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Hemangiom ir den vanligaste formen av godartad tumor hos
barn; de har som regel ett okomplicerat forlopp och ar darfor
oftast inte behandlingskrévande [1-3]. De frimsta behand-
lingsindikationerna ar paverkan pa syn eller andning. Infan-
tila hemangiom lokaliserade till luftvigarna kan vara livsho-
tande. Behandling av dessa har tidigare inkluderat glukokor-
tikoider, cytostatika, laserbehandling och kirurgiska ingrepp.
Vid trakeala infantila hemangiom har &ven temporir trakeo-
stomi anviints i viintan pa regress [1].

Ijuni 2008 presenterades en fransk studie ddr man hade be-
handlat 11 patienter med infantilt hemangiom med proprano-
lol med gott resultat [4]. Denna behandlingsmetod har dir-
efter blivit alltmer vedertagen. Propranolol har visat sig ge fa
biverkningar i jaimforelse med tidigare behandlingsmetoder
[3-6]. I manga fall har dock trakeala hemangiom kombina-
tionsbehandlats med savil glukokortikoider som propranolol.
Flerafallstudier har nu beskrivit behandling med propranolol
som effektiv monoterapi [7-9].

FALLBESKRIVNING

En 3 ménader gammal flicka inremitterades till Norrlands
universitetssjukhus i Umea for MR-undersékning pa grund av
misstdnkt laryngomalaci som orsak till andningsbesvér. For-
dldrarna hade sedan hon var 2 manader gammal flera ganger
sokt pa grund av flickans andningsbesvir med anstringd, lju-
dande andning, subkostala och juguldra indragningar och
skéllande hosta. Symtombilden med inspiratorisk stridor
hade initialt liknat laryngit, varfér man hade givit inhalatio-
ner med racemiskt adrenalin, vilket gav endast ringa sym-
tomlindring. Man gjorde dven behandlingsforsék med salbu-
tamolinhalation utan nagon pataglig effekt. Kombination av
betametason- och adrenalininhalationer gav viss lindring.

Pa grund av fortsatt andn6d och utebliven viktokning re-
mitterades flickan fér vidare utredning till Norrlands univer-
sitetssjukhus.

Vid 6ronlékares beddmning pavisades laryngoskopiskt ett
hogt sittande subglottiskt hinder med svullnad och rodnad,
som strickte sig ner mot larynxregionen. Ultraljuds- och
MR-undersokning visade en férindring, som till stor del in-
skrinkte trakeallumen och subglottiska larynx och med eko-
genitet och utseende som vid hemangiom (Figur 1). Efter kon-
troll av blodtryck och EKG, som visade normala fynd, inled-
des behandling med propranolol med begynnelsedosen 1 mg/
kg/ dygn uppdelad pa 3 doser. Trots indragningar och stridor
hade flickan god saturation (pO,>95 procent) och var for 6v-
rigt viilmaende, varfér inga glukokortikoider gavs.

Redan efter 1 dygns propranololbehandling konstaterades
betydande symtomlindring. Efter 3 dygn var de inspiratoris-
ka indragningarna helt borta och flickans andning utan stri-
dor. Den andra natten efter medicininséttningen fick hon
apné av oklar orsak, varfor hon observerades pa Norrlands
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Figur 1. Fore behandling sdgs
en fordndring som till stor del
inskrankte subglottiska larynx.

Figur 2. Efter 4 manaders be-
handling sédgs endast en rest av
hemangiomet.

universitetssjukhus under 1 vecka innan hon &verflyttades
till hemortssjukhuset.

Fyra dagar efter insdttningen av propranolol gjordes en ny
ultraljudsundersdkning, som visade att hemangiomet blivit
antytt mindre. Luftspaltenitrakea hade 6kat jamfort med vid
den férsta undersokningen. Flickan at bittre och 6kade i vikt.
Efter 6 dygn 6kades propranololdosen till den da vanligen re-
kommenderade: 2 mg/kg/dygn [2].

Under de f6ljande manaderna madde flickan bra. Vid kon-
troll 3 manader efter behandlingsstarten konstaterades att
hon var helt symtomfri. Vid ultraljudsundersokning pavisa-
des ingen pataglig férindring av hemangiomet, men med for-
nyad MR-undersokning konstaterades att den kliniskt goda
effekten av medicineringen ocksa hade ett morfologiskt kor-
relat: I posterolaterala viggen av subglottiska trakea sags en
patagligt forminskad fordndring, en maximalt 2 mm djup,
5-6 mm bred och kranialt-kaudalt 7 mm lang bagformad,
kontrastuppladdande rest (Figur 2).

Under behandlingstiden kontrollerades patienten kliniskt
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Subglottiska hemangiom &r
ovanliga men potentiellt livsho-
tande.

Ett flertal olika behandlingsme-
toder har prévats. Mdnga av dem
kan ge betydande biverkningar
och komplikationer.

Under de senaste 4 aren har det
publicerats ett flertal rapporter
om behandling med propranolol
som forstahandsmetod vid tera-

pikravande infantila hemangiom.

| artikeln beskrivs en 3 manader
gammal flicka med tilltagande
andningsbesvar, vilka misstank-
tes vara betingade av laryngoma-
laci men som konstaterades bero
pa ett trakealt hemangiom.
Flickan behandlades darefter
med propranolol som mono-
terapi med snabb atféljande
forbattring och fortsatt god
respons, vilket bekrdftades vid
efterféljande MR-kontroll.
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var tredje manad pa hemortssjukhuset. Propranolol trappa-
des successivt ut efter 10,5 manader, och behandlingen avslu-
tades efter 12 manader.

DISKUSSION

Spadbarn med behandlingskrévande subglottiska hemangi-
om, med andningspaverkan och férsimrad syresittning, har
tidigare inte behandlats med enbart propranolol vid Norr-
lands universitetssjukhus. I det hér fallet gavs flickan ingen
annan medicinering efter det att propranololbehandlingen
inletts. Liksom i manga rapporterade fall kom respons pa be-
handling inom ett par dygn [3-8, 10-11].

Pa grund av mindre biverkningsrisk #n glukokortikoider &r
propranolol ett tilltalande behandlingsalternativ [1-11]. Hit-
tills publicerade artiklar om propranololbehandling vid in-
fantilt hemangiom omfattar smé patientmaterial, men anta-
let publikationer talar for att behandlingen ir allmént accep-
terad.

Vid en litteraturgenomgang fann Menezes et al 49 engelsk-
sprakiga artiklar publicerade mellan juni 2008 och septem-
ber 2010, och 28 avdem inneholl data om sammanlagt 213 pa-
tienter. Av dessa hade 65 procent fatt propranololdosen 2 mg/
kg/dygn och 25 procent hade fatt dosen 3 mg/kg/dygn. Cirka
tvatredjedelar av patienterna fick propranolol som monotera-
pi. Alla publikationer gav positiva omdémen om propranolol-
behandlingen [3]. Metaanalysen pavisade ocksa biverkningar
av propranolol - i form av tex hypotoni, somnolens, visande
andning och somnl6shet eller mardrommar - som ett pro-
blem och uppmanade till noggrann monitorering vid behand-
lingsstart [3].

En studie omfattade 39 patienter, och dess syfte var delvis
att utarbeta ett behandlingsprotokoll. Startdosen 0,5 mg/kg/
dygn trappades upp till 2 mg/kg/dygn, och behandlingstiden
var i medeltal 8,5 manader [2]. Propranolol beskrivs som mest
effektivtiproliferationsfasen avhemangiom hos barn under 6
manader [5, 6].

I vart fall konstaterades efter klinisk undersékning och
MR-kontroll att propranolol som monoterapi hade givit god
effekt. Forutom den initiala apnéattacken uppstod inga kom-
plikationer. Flera kontrollerade kliniska studier ar aktuella
internationellt fér utarbetande av ett behandlingsprotokoll
for optimal behandlingsdos och -tid, biverkningsprofil, mins-
kad recidivrisk och eventuell langsiktig paverkan. Proprano-
lol bor vara forstahandsalternativ for behandlingskrivande
hemangiom.

M Potentiella bindningar eller jdvsforhallanden: Inga uppgivna.
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H SUMMARY. Propanolol effective treatment for laryngo-
thracheal hemangioma

Subglottic hemangiomas in children are uncommon. The condition is
potentially life-threatening. There are different methods of treatment
that often result in significant side effects or complications. During
the past four years several reports on propranolol as a first-line
treatment for hemangiomas requiring treatment has been published.
We describe a three-month-old girl who presented with increasing
respiratory problems and who was diagnosed with a subglottic
hemangioma. She received monoterapy with propranolol. After a fast
improvement the good response to treatment was confirmed in the
following MRI control.



