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Fistula traqueocinominada pos-traqueostomia: tratamento

endovascular
Post-tfracheostomy tracheoinnominate fistula: endovascular treatment

Lisieux Eyer de Jesus®* ®, Eduardo Wagner Guimardes Margues da Silva® @,
Marcos Balieiro® ®, Karen Feldman® @, Samuel Dekermacher®

RESUMO

Objetivo: As fistulas traqueoinominadas (TIF) sdo complicacdes
raras e frequentemente letais das tragueostomias (TQT). Controle
imediato do sangramento e tratamento cirlrgico sdo essenciais
para evitar a morte. Este trabalho relata o tratamento endovascular
bem-sucedido de uma TIF em um pré-escolar e revisa a literatura
arespeito da epidemiologia, profilaxia, diagndstico e tratamento
de TIF em pacientes pediétricos.

Descri¢ao do caso: Uma crianca de 3 anos de idade, com encefalopatia,
restrita ao leito e traqueostomizada havia dois anos foiinternada para
tratar um episddio de traqueite. A crianca usava uma canula plastica
balonada continuamente inflada com baixa pressdo. A paciente
apresentou dois episddios autolimitados de sangramento pela
tragqueostomia em um intervalo de 48 horas. Um novo episédio
foi sugestivo de sangramento arterial e assumiu-se o diagnéstico
provisério de TIF, confirmado através de angiotomografia, atingindo
a bifurcacdo da artéria inominada e a parede direita da traqueia.
A paciente foi imediatamente tratada pela insercdo endovascular
de um enxerto de politetrafluoroetileno (PTFE)/nitinol em “Y".
No seguimento, ndo foram encontradas recorréncia de TIF, sequelas
neuroldgicas ou isquemia do braco direito.

Comentarios: Deve-se suspeitar de TIF sempre que houver
um sangramento significativo pelo traqueoestoma. Técnicas
endovasculares possibilitam o rdpido controle do sangramento
com baixa morbidade, mas estao limitadas a poucos relatos de
caso e pacientes pediétricos, sendo todos em adolescentes.
O seguimento a longo prazo é necessario para avaliar se ocorrem
complicacOes vasculares dos stents com o crescimento.
Palavras-chave: Traqueostomia; Tronco braquiocefélico;
Hemorragia; Técnicas endovasculares.

ABSTRACT

Objective: Tracheoinnominate fistula (TIF) is a rare and frequently
lethal complication of tracheostomies. Immediate bleeding control
and surgical treatment are essential to avoid death. This report
describes the successful endovascular treatment of TIF in a
preschooler and reviews the literature concerning epidemiology,
diagnosis, prophylaxis, and treatment of TIF in pediatric patients.
Case description: A tracheostomized neurologically impaired
bed-ridden three-year-old girl was admitted to treat an episode of
tracheitis. Tracheostomy had been performed two years before.
The child used a plastic cuffed tube continually inflated at low
pressure. The patient presented two self-limited bleeding episodes
through the tracheostomy in a 48h interval. A new episode was
suggestive of arterial bleeding, immediately leading to a provisional
diagnosis of TIF, which was confirmed by angiotomography,
affecting the bifurcation of the innominate artery and the
right tracheal wall. The patient was immediately treated by the
endovascular placement of polytetrafluoroethylene (PTFE)/nitinol
stentsinY configuration. No recurrent TIF, neurological problems,
or right arm ischemia have been detected in the follow-up.
Comments: TIF must be suspected after any significant bleeding
from the tracheostoma. Endovascular techniques may provide
rapid bleeding control with low morbidity, but they are limited
to a few case reports in pediatric patients, all of them addressing
adolescents. Long-term follow-up is needed to detect whether
stent-related vascular complications will occur with growth.
Keywords: Tracheostomy; Brachiocephalic trunk; Hemorrhage;
Endovascular procedures.
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Tratamento das fistulas fraqueoinominadas

INTRODUCAO

A traqueostomia ¢ frequentemente indicada para criangas com
encefalopatia cronica grave. Complicagoes letais estao relacio-
nadas a decanulacio acidental, obstrucio da cAnula e fistula tra-
queoinominada (TIF).

A TIF ¢ incomum (0,6-0,7% ou 1:150 traqueostomias em
adultos),"* mas apresenta mortalidade muito elevada. Devido 2
sua relativa raridade, a experiéncia de qualquer equipe cirtirgica
é restrita, o que também limita o reconhecimento precoce e o
sucesso do tratamento.

Controle imediato do sangramento e baixa morbidade cirtrgica
sdo essenciais para evitar o dbito nesse grupo de pacientes frigeis.

Pacientes pedidtricos com deficiéncia neurolégica sio um
grupo especial. A traqueostomia ¢ geralmente usada como tra-
tamento definitivo. Esses pacientes estdo sujeitos a complicagoes
tardias do procedimento: neste grupo, a maioria dos episédios de
TIF ¢ tardia. O tratamento endovascular da TIF pode ser vanta-
joso para evitar o risco de sangramento perioperatdrio e a morbi-
dade das toracotomias. No entanto, seu uso nio foi relatado em
criangas pequenas, nas quais o crescimento futuro deve ser con-
siderado. Descrevemos aqui o caso de tratamento endovascular
bem-sucedido de TTF em um pré-escolar e revisamos a literatura
sobre epidemiologia, diagndstico, profilaxia e tratamento de TTF
em pacientes pedidtricos com deficiéncia neurolégica.

RELATO DE CASO

Uma menina de trés anos de idade, acamada, apresentando qua-
dro neuroldgico cronico (sindrome congénita do Zika virus), foi
internada para tratar um episédio de traqueite. Ela havia sido sub-
metida a traqueostomia e gastrostomia dois anos antes para tra-
tamento de aspiragio pulmonar cronica, episddios recorrentes de
pneumonia e incoordenagio da degluti¢do. Foi prescrita cinula
pldstica balonada continuamente inflada com baixa pressao, pois a
crianga necessitava de ventilagio com pressdo positiva intermitente.

A paciente apresentou dois episodios de sangramento autolimi-
tado & traqueostomia com intervalo de 48 horas, inicialmente atribui-
dos a trauma aspirativo. Novo episédio 48 horas apés o relato inicial
com sangue em projétil brilhante, sugestivo de sangramento arte-
rial, foi entio descrito pela mae, necessitando de avaliagdo cirtrgica.
A paciente no apresentava instabilidade fisiolégica ou anemia grave.

Um diagndéstico provisério de TIF foi dado pela equipe de
cirurgia pedidtrica. Uma angjotomografia imediata confirmou o
diagndstico e revelou TIF afetando a bifurcagio da artéria inomi-
nada (A) e a parede traqueal direita, com pequeno actimulo de
contraste proximo a fistula.

A paciente foi tratada com a colocagao endovascular de qua-
tro stents de politetrafluoroetileno expandido (PTFE)/nitinol
(Viabhan®) nas artérias carétida direita (5x50 e 6x100 mm) e

subcldvia direita (5%x25 e 5x100 mm), cruzando a transi¢io para
a Al na configuracio Y (Figura 1). Um stent (5x25 mm) migrou
acidentalmente, ficando préximo a bifurcagio iliaca. Esse stent
deslocado nao foi recuperado, pois a equipe considerou que as
tentativas de remogio implicariam uma relagao risco-beneficio
desfavordvel. Nao foi detectada piora neurolégica, isquemia de
brago direito ou complicacdes relacionadas ao stent migrado apds
acirurgia. O controle angiogrifico, incluindo nova angiotomogra-
fia quatro meses apds a cirurgia, mostrou fluxo sanguineo normal
nas artérias car6tida e subcldvia direita.

Foram prescritos anticoagulantes por dois meses (enoxapa-
rina 20 mg bid por via subcutinea). Cinco meses apds a cirurgia,
a paciente permanece assintomdtica, sem novos episédios hemor-
rigicos ou complicagdes infecciosas, trombéticas ou isquémicas

relacionadas aos stents.

DISCUSSAO

A maioria dos sangramentos significativos pelo traqueoestoma a par-
tir de 48 horas apés o procedimento se devem A TIE1 Como regra,
os pacientes com sangramento >10 mL do estoma ou cAnula da tra-
queostomia >48 horas apds o procedimento devem ter o diagndstico
deTTF considerado até prova em contrério. A literatura sugere que a
maioria dos casos ocorre no primeiro més apds a traqueostomia, mas
esse achado é questiondvel quando se trata de criangas com deficién-
cia neurol6gica submetidas & traqueostomia definitiva ou separagao
laringotraqueal (SLT). Nesse grupo, a maioria dos episodios de TIF
sio tardios e parecem ser mais comuns (4,0-6,2% dos pacientes).’

ATIF é causada pela erosao progressiva da parede traqueal, pas-

sando a se comunicar com os vasos arteriais mediastinais adjacentes,

Figura 1 Radiografia de térax mostrando a posicao
dos stents intra-arteriais. Setas azuis: stents de
politetrafluoroetileno implantados; seta vermelha: tubo
de traqueostomia; seta amarela: sonda nasogastrica.
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mais comumente a Al, que estd localizada entre a traqueia e o esterno
no mediastino superior. A pressio de um baldo constantemente
inflado, especialmente em altas pressoes, ou o contato constante
com a ponta da cAnula causam o problema.! Necrose, inflamagao
crénica, tecido de granulagio e cicatrizes sao as marcas da doenga.*?
Deformidades toricicas (incluindo escoliose), distAncia encurtada
entre o esterno e a coluna vertebral® e posicionamento anormal do
pescogo/opistétono aumentam o risco.® Anormalidades vasculares,
traqueite, pescogo encurtado e colocagio da traqueostomia sob o
40 anel traqueal também estéo relacionados 2 TIE

De um tergo a metade dos casos apresentam episodios preli-
minares de sangramento autolimitado pela traqueostomia (“san-
gramento sentinela”), seguidos de sangramento intenso causando
choque hipovolémico, exsanguinacio e/ou asfixia. Em alguns
pacientes, pode ser observada pulsagio da cAnula.! Broncoscopia/
traqueoscopia sio procedimentos controversoas nessa situagio,
pois implicam manipulacio da traqueia e possivel deslocamento
da cAnula, com risco de perda de hemostasia durante o processo,”
sendo indicadosa apenas se for a tnica forma de comprimir a fis-
tula enquanto se aguarda a cirurgia.®* O diagndstico pode ser con-
firmado por angiotomografia em pacientes estéveis, mas o exame
pode demonstrar apenas o cruzamento da Al localizado sobre o
balao inflado ou ponta da cinula, e/ou irregularidade local suge-
rindo inflamagio. A arteriografia intraoperatdria continua sendo
0 padrio-ouro até o momento.

Na maioria dos casos, o defeito vascular é pequeno,' mas pode
chegara 10 mm.”!" O sangramento pode ser controlado por hipe-
rinsuflagao do baldo da cinula em 85% dos casos.! A cinula nio
deve ser removida e deve ser estabilizada na posi¢ao apés con-
trole do sangramento. A compressao digital direta da Al contra o
esterno por meio de uma incisio cutdnea logo acima do manu-
brio ou por meio do traquedstomo, em paralelo A traqueia ou ao
tubo de ventila¢ao, pode funcionar para adultos,' mas ¢ dificil ou
impossivel em criancas devido ao baixo calibre da traqueia pedid-
trica e estreito tordcico superior.”

O tratamento cldssico requer esternotomia/toracotomia de
emergéncia. Choque perioperatdrio e exsanguinagio sao comuns,
e a taxa de sobrevida foi reportada em 25% apds cirurgia aberta
(versus zero apés tratamento expectante).'? Controle proximal e
distal dos vasos envolvidos é essencial antes de dissecar a fistula.
As incisoes transversais supraesternais’ ou esternotomias supetiores
limitadas com ou sem incisao em “colar ”*? oferecem menos mor-
bidade e acesso rdpido, mas a exposi¢o ¢ limitada, especialmente
em criangas. Toracotomia com oxigenagio por membrana extra-
corpérea (ECMO) e oclusio traqueal foram usadas para tratar um
adolescente no Japio,'4 mas essa op¢ao raramente estd disponivel.

O fechamento direto da fistula costuma nio ser satisfatério
devido 2 inflamacao das paredes arterial e traqueal. As estruturas

envolvidas sdo incapazes de segurar as suturas durante a cirurgia

ou possibilitam pseudoaneurismas futuros, apresentando-se com
sangramentos bruscos causados pela recorréncia precoce. A maio-
ria dos autores recomenda a ligadura e excisao do segmento da Al
envolvido, nio relatando sequelas neuroldgicas, desde que haja
um poligono de Willis patente."*!° Remendos pericardicos e vas-
culares, além de desvios locais e extra-anatdmicos com enxertos
de PTFE, sao opgoes limitadas pela complexidade e morbidade,
que inclui pseudoaneurisma secundério 2 infeccio do enxerto.
O defeito traqueal deve ser suturado e coberto com um reforco de
tecido vascularizado sauddvel. Sempre que possivel, o baldo deve
ser inflado de maneira distal 4 sutura traqueal.

Os métodos endovasculares apresentam muitas vantagens
quando comparados a toracotomia de emergéncia, permitindo o
controle direto, preciso e imediato do sangramento com menor
morbidade e sem risco de induzir sangramento descontrolado
durante a exposi¢ao. O tratamento endovascular da TIF em criangas
foi relatado pela primeira vez em 2005, usando embolizagio com
molas da Al, sem sequelas neuroldgicas ou isquémicas do brago
direito, compardvel 2 ressec¢io segmentar da Al, sem a morbi-
dade de esternotomia e dissec¢ao vascular.!> O uso bem-sucedido
de stents autoexpansiveis também foi relatado em adolescentes,
com monitoramento limitado (14 meses)."

Até onde sabemos, nosso caso ¢ o primeiro de tratamento
endovascular de uma TTF complexa que afeta a bifurcagio Al em
uma crianga pequena. Foi relatado outro caso de implante de stent
endovascular em crianga de quatro anos para tratamento de pseu-
doaneurisma secunddrio a tratamento prévio de estenose traqueal
congénita complexa com remendo de pericdrdio. Este paciente
morreu quatro meses depois por causas nao relacionadas, sem
sinais de complicagbes vasculares.'®

O emprego de enxertos de stent vascular em criancas ¢ discuti-
vel, dada a potencial incompatibilidade entre o tamanho do stent
e o corpo a medida que a crianga cresce. Considerando a falta de
dados de monitoramento de longo prazo na literatura, no sabemos
se problemas futuros podem surgir, exigindo a troca de stents ou o
planejamento de bypass vascular devido ao crescimento da crianga.
Esse procedimento pode nio ser necessdrio mesmo que os stents se
tornem desproporcionais devido ao desenvolvimento de vasos cola-
terais. Devemos, entretanto, ter em mente o progndstico de sobre-
vida e as limitagoes de vida de pacientes com comprometimento
neurolégico grave, conforme definido por sua condicao primdria.
Além disso, o controle rdpido de uma emergéncia hemorrégica com
morbidade e mortalidade minimas é vantajoso. Mesmo com o cres-
cimento, considerando as colaterais primdrias e compensatérias,
principalmente com um poligono de Willis adequado, o didmetro
do stent provavelmente nio terd relagio com problemas isquémicos.
Se necessdrio, desvios vasculares eletivos podem ser planejados no
futuro. Complicagdes infecciosas nao foram relatadas até 0 momento,

apesar da colocagdo de stent recoberto com material protético em
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um campo cirtirgico teoricamente contaminado, mas a cobertura
com antibidticos ¢ necessdria. Reconhecemos que as informagées
sobre essa técnica sao escassas na literatura mesmo para adultos, com
acompanhamentos limitados.

Alguns autores sugerem que, em pacientes de alto risco (com
deficiéncia neuroldgica, apresentando deformidades graves com
potencial compressio da Al), a ligadura arterial profiltica antes
da traqueostomia deve ser adotada apés comprovagio radiolé-
gica de fluxo colateral eficiente por meio do territério da artéria
carétida direita.® Tecido de granulagio associado com pulsacio e
tlceras pulsantes vermelhas no acompanhamento broncoscépico
de rotina ou extrema proximidade entre a ponta da cAnula e a Al

540 sinais de alerta em pacientes com traqueostomia cronica.”
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