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Case Report / Olgu Sunumu

Recurrent Croup Attack in a Child with Laryngeal
Papillomatosis and Review of the Literature
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Abstract

Croup, a common contion and associated with
pathological conditions in childhood, may indicate
the presence of diseaserecurrence. Gastroesophageal
reflux disease and allergic sensitization in children
with recurrent croup are conditions that first come to
mind. Hoarseness is a rare symptom in the pediatric
age group. In this study we report the case of a three-
year-old girl with laryngeal papillomatosis who had
suffered from chronic hoarseness since eight months
of age and had croup attack four times since one
year of age. Laryngeal papillomatosis is the most
common benign neoplasm of the larynx among chil-
dren and the second most frequent cause of child-
hood hoarseness. After changes in voice, stridor is
the second common symptom, first inspiratory and
then biphasic. This disease may affect individuals
across all age groups and show a diverse clinical
course. Chronic cough, recurrent pneumonia, failure
to thrive, dyspnea, dysphagia and acute respiratory
distress are less common presenting symptoms.
These patients are often misdiagnosed as having
asthma, croup, allergies, vocal nodules or bronchitis.
If there is chronic hoarseness and changing quality of
voice in a history of any child presenting with recur-
rent croup or asthma-like symptoms, referral to an
otolaryngologist should be considered with a view to
laryngoscopy. (J Pediatr Inf 2013; 7: 170-3)

Key words: Recurrent croup, hoarseness, laryngeal
papillomatosis, childhood

Ozet

Krup, cocukluk yas grubunda sik gérilen ve eslik
eden patolojik durumlarin varliginda tekrarlama 6zel-
ligi gosterebilen bir hastaliktir. Tekrarlayan kruplu
hastalarda gastrodzefagial refli (GOR) ve alerjik
duyarlanma ilk akla gelen durumlardir. Ses kisikligi
¢ocukluk yas grubunda ender gériilen bir semptom-
dur. Burada sekizinci ayindan beri kronik ses kisikligi
olan ve bir yasindan beri dort kez krup atagi gegiren
Uc yasinda tani alan bir laringeal papillomatézis vaka-
sI sunulmaktadir. Laringeal papillomatozis ¢ocuklar-
daki en sik benign larinks neoplazmidir ve ses kisikli-
ginin ikinci en sik nedenidir. Ses degisikliginden sonra
en sik belirti olan stridor baglangigta ispiratuvar iken
zamanla bifazik olur. Bu hastalik bittin yas gruplarin-
daki kisileri etkileyebilir ve degisik klinik belirtiler gés-
terebilir. Kronik 6kstrik, tekrarlayan pnémoni, blyu-
me geriligi, nefes darligi, yutma gucligl, akut solu-
num yetmezligi daha az goérilen semptomlardir.
Astim, krup, alerji, vokal noduller ve brongiolit gibi
yanlis tanilar alabilmektedir. Cocukluk yas grubunda
tekrarlayan krup ve astim ataklarinda beraberinde
kronik ses degisikligi ya da ses kisikhg éyklsu varsa
laringoskopik tetkik icin kulak burun bogaz uzmanina
gonderilmelidir. (J Pediatr Inf 2013; 7: 170-3)

Anahtar kelimeler: Tekrarlayan krup, ses kisiklig,
laringeal papillomatozis, cocukluk

Giris

Krup, cocukluk caginda ¢ok sik gorilen bir
grup hastaliktir. Akut kruplarin en sik nedeni
viral enfeksiyon olmakla beraber tekrarlayan
krupta alerjik duyarlanma ve gastro6zefagial

reflii (GOR) sik gériilen patolojileridir (1). Havlar
tarzda kaba sesli 6kslrik, nefes almada zorluk,
ses kisikligi yakinmalari ile birlikte suprasternal-
interkostal-subkostal ¢ekilmeler, burun kanadi
solunumu, siyanoz bulgularindan herhangi biri
saptanan hastalar krup ataginda kabul edilmek-
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tedir. Herhangi bir zamanda U¢ ya da daha fazla krup
atagi geciren hastalar “tekrarlayan krup” olarak degerlen-
dirilir. Bircok calismada gocuklarda GOR’lin reaktif hava
yolu hastaligina neden olabilecegi, GOR sirasinda olan
aspirasyonlarin hastalarda krup epizodlarinin tekrarlama-
sina neden olabilecegi 6ne surdlmistir (2). Cocuklarda
ses kisiklidl, Ust solunum yolu enfeksiyonu ve krup atagi
sirasinda sik rastladigimiz bir semptom olmasina ragmen
iki haftayl gegen ses kisikliginda mutlaka ileri tetkik yapil-
malidir. Ug yasinda tekrarlayan krup ataklari ve kronik ses
kisikhigr bulunan, vokal kortlarda édem tanisi ile uzun
suredir GOR tedavisi alan gocuga, yenilenen laringoskopi
sonucu laringeal papillomatdzis tanisi konulmustur.
Laringeal papillomatoziste kronik ses kisikligi en bariz
bulgu olmasina ragmen ¢ocukluk yas grubunda gok az
gortlen bir hastalik olmasi nedeni ile akla gelmemekte ve
tekrarlayan stridor ataklari ile krup, astm, GOR, bronsiolit
gibi hatali tanilar almaktadir.

Olgu Sunumu

Uc yasinda kiz hasta, tekrarlayan krup ataklar ve ses
kisikhgi sikayeti ile klinigimize basvurdu. Saglkli annenin
ilk gebeliginden normal spontan vaginal yol ile zamaninda
sorunsuz dogan kiz gocugun bir yasina kadar siddetli
kusma ataklar oldugu ve tedaviye cevap vermeyen GOR
tanisi aldigi 6grenildi. Sekizinci ayindan itibaren ses kisik-
liklar olan hastanin, bir yasindan sonra krup ataklari bas-
lamis ve dért kez ¢cocuk acil Unitesinde stridor nedeni ile
tedavi almigti. Bir yasindan sonra iki kez sintigrafi yapilan
hastada GOR lehine bulgu bulunmadigi ve alerjik deri
testlerinde de alerjik duyarlanma tespit edilmedigi 6gre-
nildi. Tekrarlayan krup ataklar olan hastanin bronsial
astim, alerjik rinit ve atopik dermatit 6ykisi yoktu. Ses
kisikhiginin etiyolojisini bulmak igin kulak burun bogaz

Resim 1. a, b. Operasyon dncesi

uzmanlarinca tg¢ kez laringoskopik muayene yapilan has-
tada sadece vokal kortlarda édem tespit edilmisti. Bu
6demin reflliye baglh olabilecedi ve blylylnce gececegi
ifade edilen hastanin bize geldiginde fizik muayenesinde
ses kisikligi ve hafif bir inspiratuvar stridor disinda 6zellik
yoktu. Boy ve kilo olarak 25-50 persentil arasinda olan
¢ocugun mental-motor gelisimi yasina uygun olarak
degerlendirildi. Cocugun rutin olarak yapilan hematolojik
ve biyokimyasal testlerinde herhangi bir patolojik 6zellik
tespit edilmedi. Akciger ve boyun yan grafileri normaldi.
Tekrarlanan sintigrafide GOR lehine bulgu yoktu. Hasta
kulak burun bogaz ile konsiilte edildi ve videolaringosko-
pik ve fleksible nazolaringoskopi yapildi. Laringoskopide
her iki vokal kort kaynakli, [imeni daraltan genis tabanli
papillomatéz lezyonlar izlendi. Rimo glotisin genisligi 4
mm idi (Resim 1). Laringeal papillomatozis tanisi alan has-
tanin annesinin yapilan muayene ve tetkiklerinde papillo-
ma ya da Human Papilloma Viruse (HPV) rastlanmadi.
Saglkl erkek kardesinde benzer bir sikayet yoktu.
Larinsteki papillomlar CO, laser cihazi ile eksize edildi.
Rima glottisin agikligini saglandi. Gikarilan papillomlarin
histolojik incelemesinde benign yassi hicreli papillom
olduklar tespit edildi. Operasyondan bir ay sonraki larin-
goskopik degerlendirmede sol vokal korttaki granulasyon
dokusu disinda patolojik gortintl yoktu (Resim 2).

Tartisma

Laringeal papillomatozis, HPV neden oldugu ¢ocuklar-
da nadir goérilen kronik bir hastaliktir. Mukozal papillom-
larla karakterize benign bir neoplazm olmasina ragmen
tekrarlama oraninin ¢ok yilksek olmasi ve tekrarlayan
invaziv mudahaleler gerektirdiginden hem gocuk hem de
aileler i¢in blyuk bir sorun olusturmaktadir. HPV, yassi
epitel hiicrelerine dzel bir afinitesi olan bir DNA virtistdir
(8). Cocuklardaki laringeal papillomatoziste HPV Tip 6 ve
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Resim 2. Operasyon sonrasi

11 en sik gorulen etiolojik ajanlardir. HPV Tip11 daha
agresif seyreder. HPV Tip 6 ve 11 maternal genital trakt-
taki anogenital kondilomalarla iligkilidir. Virus dogrudan
vajinal dogum sirasinda dogum kanalindaki sekresyonlar-
dan cocuga bulasmaktadir (4). Hastaliga yakalanan
cocuklarin %30-60’inin annesinde HPV’ye rastlanmistir.
Olgumuzun annesinin yapilan muayenesinde papilloma
veya HPV’ye rastlanmadi. Hastalik Ust solunum yollarin-
da, genelliklede ses tellerinin lzerinde ¢ok sayida papil-
lom bulunmasi ile karakterizedir. Larinks en sik etkilenen
bélgedir. Lezyonlar asagiya dogru ilerleme egiliminde
olup trakeabronsial agagin tim bdlimlerini yayilabilir.
Mukozal papillomlar, fibrovaskiler cekirdek etrafindaki
yassl epitel hicrelerin merkezi hava yollarinin limenine
dogru blyUmesidir. Hastallk bes yas altinda (juvenil bas-
langich tekrarlayan papillomatozis <12 yas) ve kirkl yas-
larda (eriskin baslangigh tekrarlayan papillomatozis) pik
yapmaktadir. On dort yas alti cocuklarda goérilme sikhgi
Amerika Birlesik Devletlerinde yaklasik 4,3/100.000 iken,
erigkinde bu oran 1,8/100.000°dir. Kiz ve erkeklerde esit
olarak gériilmektedir. ilk cocuklar ve &ézellikle 20 yas alti
anne g¢ocuklar daha fazla etkilenmektedir (5). Ergenlik
yaslarina kadar da ¢oklu tekrarlama riskini devam ettir-
mektedir. Klasik bulgu (i¢c-dort yaslarda ortaya cikan ses
kisikligidir. Ug yastan énce baglayan hastalik daha agir
seyretmekte, daha genis bdlgeye yayllmakta, daha fazla
cerrahi muidahale gerektirmekte ve trekeotomi ihtiyaci
daha fazla olmaktadir. Olgumuzda ilk olarak seste kaba-
lasma ve ses kisikligi ortaya ¢ikmis daha sonra tekrarla-
yan krup ataklarn baslamistir. Ses kisikligi sekiz aylikken
baslamis ve kalici olmustur. Cocuklarda laringeal papil-
lomlara bagl olarak degisik klinik bulgular olustugundan
vokal kort nodill, laranjit, astim, bronsiolit ve krup gibi
hatali tanilar alabilmektedir. Erken dénemde 6zellikle

aglarken ses kalitesinde degisiklik ilk bulgudur. Hava
yolundaki darlik arttikca ses kisikligi, baslangigta inspira-
tuvar daha sonra bifazik stridor ataklari, kronik 6ksurik
ndbetleri, tekrarlayan pndémoniler, yutma gulgcligl ve
blylme geriligi goralir. Trakeotomi gerektirecek derece-
de agrr hava yolu tikanikhg ve solunum yetmezIigi de
yapabilmektedir.

Olgumuzdaki tekrarlayan krup ataklar bir yasindan
sonra baslamig, sintigrafide GOR bulgusu olmamasina
ragmen vokal kortlarda édem nedeni ile uzun sire refll
tedavisi almisti. Ataklar halinde olan stridoru son bir ayda
devamli hafif bir stridor olarak devam etmis, operasyon
oncesi agirlasan stridor nedeni ile cocugun uyku diizeni
de bozulmustu. Uzun sire dokuda kalan virlisiin gec
doénem komplikasyonu olarak displazik degisiklik yaptid,
respiratuvar papillomlu hastalarin %2-3’Gnde malign
dejenerasyona bagli yassi hiicreli kansere neden oldugu
gOsterilmistir (6). Taninin kesinlestiriimesi direkt laringos-
kopi veya fiberoptik nazolaringoskopi ile mimkindur.
Histolojik olarak iyi huylu epitelyal hiicre proliferasyonu
gorilmektedir. Gocuklarda tanidan sonraki ilk yilda orta-
lama 4,1-4,4/yil oraninda tekrarlayan midahaleler gerek-
mektedir. Tedavide amag¢ mukozal lezyonu ¢ikarip hava
yolunu acik tutmak ve ses kalitesini saglamaktir. Bugiine
kadar virisin Kkduratif bir tedavisi bulunamamistir.
Uygulanan standart tedavi laringeal lezyonlarin endosko-
pik CO, lazer vaporizasyonu, elektrokoter diseksiyonu
veya mikrodepritmanla keskin diseksiyonudur.

Hastaligin tekrar olasiig yiksek oldugundan tekrarla-
yan cerrahilere ihtiya¢c duyulmaktadir. Hayati boyunda yiz
kez cerrahi iglem geciren vakalar bulunmaktadir.
Tekrarlayan laringeal midahaleler yapisiklik, stenoz ve
granulasyon dokusu olusmasina neden olmakta, agir
vakalarda trakeotomihayat kurtarici olmaktadir. Cocuklarda
tekrarlayan respiratuvar papillomlarin %15’inde trakeosto-
miye ihtiyac duyulmaktadir (7). iki veya daha fazla tekrar
gOsteren vakalarda tekrarlamalari azaltmak igin cerrahiye
ek olarak medikal adjuvan tedavide interferon (IFN), lezyon
icine cidofovir, indol-3-karbinol, kabakulak agisi, fotodina-
mik tedavi, asiklovir, retinoid, ribavirin kullaniimaktadir.
Tekrarlayan respiratuvar papillomlu ¢ocuklarin %12,6-
47,6’st medikal tedavi almaktadir (8). interferon spesifik
membran reseptorlerine baglanarak hiicre metabolizmasi-
ni degistirmekte, antiviral, antiproliferatif ve immunomodu-
latér etki gdstermektedir. Tekrarlayan olgularda lezyon
icine antiviral ajan olan cidofovirinin cerrahi sirasinda ve
daha sonra tekrarlayan dozlarda uygulamasi bugiin igin en
etkili tedavi yontemidir (9). Cidofovir 1998’den beri tekrar-
layan respiratuvar papillomatoziste kullaniimaktadir. Lokal
cidofovir enjeksiyonunun sikligi ve suresi ile ilgili tam bir
g6ris birligi yoksa da 1-2 hafta arayla bir yil devam eden
farkl galismalar bulunmaktadir (10). Bu stireg hem ¢ocuk-
aile hem de hekim agisindan olduk¢a zahmetli ve pahali bir
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tedavidir. Nefrotoksisite, nétropeni ve onkojenite gibi yan
etkileri olan ilacin ¢oklu dozlarda kullanildigindan doza
bagl yan etki orani artmaktadir (11, 12). Cocuklarda uygu-
lanan oral indol-3-karbinol tedavisinin de yararl oldugunu
gobsteren calismalar bulunmaktadir (13). intralezyonel
uygulanan kabakulak asisinin da mekanizmasi bilinmeme-
sine ragmen tekrar oranini azalttigi gosterilmistir (14).
Laringofaringeal refllyt, simetidin ve proton pompa inhibi-
torleriyle tedavi etmekte papillom tekrarini énlemede etkili
bulunmustur (15).

Sonug

Olgumuzda cerrahi girisim sirasinda trakeostomiye
ihtiyag duyulmadi. Cerrahi sonrasi stridoru tamamen
dizelen hastanin ses kisikligi ve kalitesi de bir aylk
dénem sonunda iyi bir sekilde diizeldi. Tekrarlayan krup
ve astim ataklar olan ¢ocuklarda iki haftayl gecen kronik
ses kisikligi veya ses degisikligi varsa laringeal papilloma-
tozis akla gelmeli ve kulak burun boJaz konsultasyonu
istenmelidir.
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