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　　[摘要]　目的:探讨婴幼儿声门下血管瘤(SGH)的临床特征,观察普萘洛尔治疗SGH 的安全性和有效性。
方法:回顾性分析2015年11月—2020年3月于上海市儿童医院确诊为SGH 并使用普萘洛尔治疗的13例患儿

的基本资料并进行随访。13例患儿均行纤维喉镜检查,10例行颈部增强CT检查。2例全身麻醉下行喉探查术。
心电监测下给药,起始剂量1mg/(kg·d),分3次口服,如无不良反应,第2天调整剂量为1.5mg/(kg·d),并维

持该剂量(不随体重增加而增加)直至疗程结束。结果:治疗结束年龄9~38个月,仅2例超过2岁,平均(19.3±
7.7)个月;治疗时间6~21.3个月,平均(13.3±4.9)个月;随访21~71个月,平均(46.8±14.9)个月。13例患儿

全部治愈。结论:2岁以内的婴幼儿喉喘鸣经常规治疗效果不佳或者病情反复,应考虑SGH 的可能。纤维喉镜

检查并结合颈部增强CT值得推荐。口服普萘洛尔治疗SGH 安全有效,建议临床用药至19月龄以上以减少复

发,2岁龄可能是停药的最佳时机。
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Abstract　Objective:Toinvestigatetheclinicalcharacteristicsofinfantilesubglottichemangioma(SGH),and
toobservethesafetyandefficacyofpropranololinthetreatmentofSGH.Methods:Thedataof13childrendiag-
nosedwithSGHandtreatedwithpropranololinShanghaiChildren'sHospitalfromNovember2015toMarch2020
wereretrospectivelyanalyzedandfollowedup.All13casesunderwentlaryngoscopyand10casesunderwentcon-
trastenhancedCT.Laryngealexplorationundergeneralanesthesiawasperformedin2cases.Propranololwas
startedat1mg/(kg·d)dividedinto3doses.Heartrateandbloodpressureweremonitoredduringtreatment.If
nosideeffectswereobserved,thenthedosewasincreasedto1.5mg/(kg·d)onthesecondday.Itwassugges-
tedtomaintainthisstartingdoseatdiagnosis(1.5mg/kgbodyweight),andnotincreasethenumberofmilli-
gramsasthechildgainedweight.Results:Theageattherapyterminationrangedfrom9monthsto38months,

only2casesbeyond2yearsold,withanaverageof(19.3±7.7)months.Thetreatmentdurationrangedfrom6to
21.3months,withanaverageof(13.3±4.9)months.Thefollow-uptimerangedfrom21to71months,withan
averageof(46.8±14.9)months.All13caseswerecured.Conclusion:Infantsunder2yearsoldwithstridorhave
pooreffectorrepeatedconditionafterroutinetreatment,SGHshouldbeconsideredatthismoment.Laryngosco-
pycombinedwithcontrastenhancedCTisrecommended.Oralpropranololissafeandeffectiveinthetreatmentof
SGH.Itissuggestedtooralpropranololbeyond19monthsoldtoreducerecurrence,furthermore,2yearsoldmay
bethebesttimefortherapytermination.
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　　婴幼儿声门下血管瘤(subglottichemangio-
ma,SGH)约占先天性喉部疾病的1.5%[1]。该病

可引起声门下狭窄、气道阻塞、呼吸窘迫甚至死亡,
及早 诊 断 并 治 疗 至 关 重 要[2]。2008 年 Léauté-
Labrèze等[3]偶然发现普萘洛尔可成功治愈婴幼儿

皮肤血管瘤,随后口服普萘洛尔治疗血管瘤的方法

被广泛使用。2009年 Denoyelle等[4]首次报道普

萘洛尔可治愈SGH。SGH 由于位置特殊、深在,
临床上开放性手术、气管切开、CO2 激光、局部注射

硬化剂等方法,手术难度高,术后瘢痕形成继发喉

气管狭窄的风险大,这些治疗方法目前仅用于普萘

洛尔治疗无效或生命受到严重威胁的患儿[5-6]。目

前关于普萘洛尔治疗SGH 的报道仅见于一些零星

的病例报告。现对我院使用普萘洛尔治疗SGH 并

已停药的13例患儿进行研究分析。
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1　资料与方法

1.1　临床资料

纳入2015年11月—2020年3月于我院确诊

SGH 并口服普萘洛尔的患儿13例,男5例,女8
例;起病年龄1d~8个月,中位数1个月;确诊年

龄1.3~13.2个月,中位数3个月。SGH 位于左

侧5例,右侧8例。临床表现喉喘鸣13例,呼吸窘

迫6例,犬吠样咳嗽5例,喂养困难4例,三凹征4
例,紫绀2例,声嘶1例。12例有过误诊史,分别为

支气管炎、肺炎10例,喉软化3例,哮喘1例,喉肿

物1例。合并其他一个或多个部位血管瘤5例,分
别为背部、双手、肩背部、双臂、臀部、颈部、舌、眼睑

等。13例患儿均行纤维喉镜检查,10例行颈部增

强CT检查。2例全身麻醉下行喉探查术。13例

SGH 患儿的一般资料见表1。

1.2　方法

可疑SGH 患儿均需行纤维喉镜检查,声门下

单侧或双侧局部隆起,表面光滑、暗红色,阻塞声门

下气道,则高度怀疑SGH(图1)。颈部增强CT可

见声门下局部软组织增厚,气道变窄,增强扫描强

化明显(图2),诊断明确后给药。
用药前完善血糖、血压、生化、心电图、心脏超

声等检查,排除禁忌后收住院。心电监测下给药,
普萘洛尔起始剂量为1mg/(kg·d),分3次口服;
如无异常,第2天加量至1.5mg/(kg·d),并维持

该剂量出院继续居家服药,门诊定期随访内镜、血
糖、血压、心电图等,剂量不再增加,直至治疗结束。
当患儿无喉喘鸣等临床症状,内镜检查或者颈部增

强CT显示SGH 消失(图1b),可以停药。

表1　SGH患儿一般资料

例序 性别 部位 临床表现 误诊漏诊史
出现临床症状

时年龄/d

确诊时

年龄/月

治疗结束时

年龄/月

治疗时间

/月

其他部位

血管瘤
结果

1 男 左 喉喘鸣 喉 肿 物、喉

软化

1 3.0 9.0 6.0 无 治愈

2 男 左 喉喘鸣、犬吠样咳嗽 支气管炎 33 2.0 13.0 11.0 无 治愈

3 男 右 喉喘 鸣、紫 绀、呼 吸 窘

迫

支气管炎 1 6.2 23.2 17.0 无 治愈

4 女 右 喉喘 鸣、喂 养 困 难、三

凹征

支气管炎 79 3.6 18.6 15.0 背部 治愈

5 女 右 喉喘鸣 无 58 3.0 13.0 10.0 无 治愈

6 女 右 喉喘 鸣、犬 吠 样 咳 嗽、
喂养困难

支 气 管 炎、
喉软化

36 1.6 11.6 10.0 无 治愈

7 女 右 喉喘 鸣、声 嘶、呼 吸 窘

迫、三凹征、紫绀

肺炎 16 1.3 19.3 18.0 双手 治愈

8 男 右 喉喘鸣、犬吠样咳嗽 哮喘 240 13.2 25.2 12.0 无 治愈

9 女 左 喉喘鸣、喂养困难 支气管炎 30 2.4 21.0 18.0 上臂 治愈

10 女 右 喉喘鸣、呼吸窘迫 肺炎 28 28.0 38.0 10.0 无 治愈

11 男 左 喉喘 鸣、犬 吠 样 咳 嗽、
呼吸窘迫、三凹征

肺炎 60 7.0 13.0 6.0 肩 背、双

臂、臀部

治愈

12 女 左 喉喘 鸣、犬 吠 样 咳 嗽、
呼吸窘迫

支气管炎 20 2.7 24.0 21.3 无 治愈

13 女 右 喉喘 鸣、喂 养 困 难、三

凹征、呼吸窘迫

肺 炎、喉 软

化

30 4.0 22.0 18.0 颈 部、舌、
眼睑

治愈

图1　纤维喉镜检查　1a:治疗前见声门下左侧壁红色、光滑隆起(箭头所示);1b:口服普萘洛尔治疗1年后SGH 消失;
图2　颈部增强CT　箭头所指为左侧声门下局部软组织增厚,向气道内突起,强化明显　2a:冠状位;2b:矢状位;2c:水平位。
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2　结果

随访21~71个月,平均(46.8±14.9)个月。
13例患儿全部治愈。治疗 6~21.3 个月,平均

(13.3±4.9)个月;治疗结束年龄9~38个月,平均

(19.3±7.7)个月。例3患儿口服普萘洛尔治疗,
第4天开始出现呼吸困难、喉喘鸣,逐渐加重并于

第8天行气管插管,继续口服普萘洛尔,第13天拔

管;例9患儿口服普萘洛尔1年后停药,呼吸困难

症状渐进性加重,来我院复诊,喉梗阻Ⅱ度,收入院

并在心电监测下给药,次日呼吸困难明显改善,出
院后居家继续治疗6个月,痊愈;例10患儿于外院

42d、4个月分别行气管插管,5个月行气管切开,
28个月于我科确诊后给药,30.3个月拔管;例13
患儿入ICU后插管,插管第3天确诊后给药,第8
天拔管。
3　讨论

婴幼儿血管瘤是胚胎时期血管形成过程中出

现的 一 种 先 天 性 的 发 育 异 常,发 病 率 为 4% ~
5%[7],但是SGH 罕见,如诊治不及时,病死率可达

50%[8-10]。SGH 女性发病率高于男性,约73%为

女性[6,11],左侧好发[11-12],约50%的患儿伴发其他

部位皮肤血管瘤[9,13]。本研究中男女比例为1∶
1.6。SGH 位于左侧5例,右侧8例,合并其他部

位血管瘤占38.5%(5/13),与文献报道有差异,可
能与样本量太小有关。血管瘤一般在2~6个月进

入快速增殖期,1岁左右进入相对稳定期,18个月

后进入自然消退期[5]。80%~90%的SGH 患儿在

6月龄前出现临床症状,平均确诊年龄为2.56个

月[6,13]。本研究中,起病年龄1d~8个月(中位数

1个月),确诊年龄1.3~13.2个月(中位数3个

月),与文献报道基本一致。临床表现常见的有喉

喘鸣、犬吠样咳嗽、喂养困难和呼吸窘迫等[6,12],其
中喉喘鸣是最常见的临床症状[14]。当婴儿试图协

调吸吮和呼吸时,喂养可能会受到影响,声嘶很少

见。临床症状常常在合并上呼吸道感染时加重,容
易被误诊为支气管炎、肺炎、喉软化、咳嗽等[12],此
时给予抗炎、激素、雾化治疗后症状减轻,使得

SGH 的诊断更加困难[9]。本组患儿临床表现喉喘

鸣100%,呼吸窘迫、三凹征和紫绀53.8%(7/13),
犬吠样咳嗽38.5%(5/13),喂养困难30.8%(4/
13),声嘶7.7%(1/13)。被误诊为支气管炎、肺炎

10例(76.9%),喉软化3例(23.1%),与文献报道

一致。内镜检查是SGH 诊断的金标准[2],临床工

作中常同时结合颈部增强 CT/MRI等检查,通常

不需要病理活检[8-9]。血管瘤内镜下特征是声门下

表面光滑、质软、圆形、血管样黏膜下病变[8]。颈部

增强CT见声门下局部软组织增厚,相应气道受阻

变窄,增强扫描强化明显。本组患儿均行纤维喉镜

检查,76.9%(10/13)行颈部增强 CT 检查,2例患

儿因用药后呼吸困难加重,不能配合检查,行全身

麻醉下内镜检查。
SGH 的治疗方法有全身/局部激素、CO2 激

光、博来霉素、气管切开、开放性手术等[8,12-13]。激

素治疗仅对30%~60%的患儿敏感,长期激素治

疗还能造成10%~20%的不良反应,如满月脸、多
毛等库欣综合征症状,向心性肥胖,免疫力下降

等[6,12-13]。博来霉素等硬化剂瘤内注射治疗,常需

在全身麻醉下进行,需要多次注射,不能立即解除

气道梗阻,且容易造成局部气道水肿明显,术后常

常需要进ICU病房监护,目前应用较少[6,13]。使用

CO2 激光治疗具有瘢痕组织形成的风险并可能继

发声门下狭窄[10]。Suehs等(1940)首先将气管切

开术用于SGH 的治疗,术后容易出现感染、气管切

开口肉芽增生、护理困难、继发喉气管狭窄等并发

症,目前此方法少有采纳。颈部径路完全切除血管

瘤被认为是一种有效的手术方式,虽然手术效果

好,但是由于创伤较大,手术难度高,目前临床开展

报道很少[15]。自2008年 Léauté-Labrèze等[3]发

现普萘洛尔对婴幼儿血管瘤疗效显著后,耳鼻咽喉

科医师逐渐将之用于治疗SGH 并取得了良好的效

果,目前普萘洛尔治疗婴幼儿SGH 被推荐为一线

治疗方案[10,13,15-16]。普萘洛尔治疗血管瘤的副作

用发生率较低,最常见的不良反应为低血糖、心率

减慢、低血压等,严重并发症很少发生[13]。用药前

需要向家长告知,尽量在进食后服药,并且初始用

药需在心电监测下进行[15]。本组患儿用药前均完

善血糖、肝肾功能、心电图、心脏超声等检查,排除

禁忌后收住院,心电监测下给药。例3患儿口服普

萘洛尔治疗,第4天开始出现呼吸困难、喉喘鸣,逐
渐加重并于第8天行气管插管,继续口服普萘洛

尔,第13天拔管;其余患儿用药过程中未出现明显

不良反应,其中,例10患儿口服普萘洛尔2个月后

拔除气管套管,例13患儿给药5d后拔除气管插

管。
尽管普萘洛尔治疗SGH 越来越得到认可,但

目前仍然没有诊疗指南,尤其是针对普萘洛尔的剂

量和用药时间[6],这可能是由于SGH 罕见,缺乏随

机临床试验[13]。通常推荐剂量为1~3mg/(kg·
d),分3次给药,从较低剂量开始,通过心率、血压

和血糖监测逐渐增加剂量[12,17]。Hardison等[13]认

为,用于治疗儿童SGH 的普萘洛尔剂量远低于用

于高血压 [1~5 mg/(kg·d)]或四联症 [(4~
8mg/(kg·d)]等心脏病的剂量,推荐3mg/(kg·
d)作为常规维持剂量。本组患儿普萘洛尔起始剂

量为1mg/(kg·d),分3次口服,如无异常,第2
天加量至1.5mg/(kg·d),并维持该剂量出院继

续居家服药,然而并没有因体重增长而增加药量,
这就产生了与持续剂量减少同等的效果。本研究
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结果证实了使用最小有效剂量的普萘洛尔治疗

SGH 的高效性。
Schwartz等[6]研究发现复发时平均年龄在19

月龄。鉴于血管瘤的生长周期特性,结合目前的研

究综述,Hardison等[13]建议治疗应至少持续到12
月龄,并可能持续18月龄。本组患儿治疗时间平

均13.3个月,治疗结束年龄平均19.3个月。例9
患儿口服普萘洛尔1年后停药,此时14.4个月,随
后2周内呼吸困难、喉喘鸣渐进性加重,收住院,心
电监测下给药,次日喉喘鸣即改善,继续治疗6个

月停药,随访未再复发,此时21月龄。结合本组患

儿停药时年龄超过2岁仅2例,我们认为用药至2
岁停药可能是最佳时机。Andersen等[18]发现,随
着年龄从2个月到18个月,患儿对普萘洛尔的反

应有变差的趋势。所以一旦确诊,应尽快治疗[10]。
普萘洛尔治疗SGH 的具体作用机制尚不完全

清楚,其理论包括血管收缩、生长因子下调或细胞

凋亡介导等[2,12],仍需要进一步研究。
综上所述,临床工作中遇到2岁以内的婴幼儿

喉喘鸣经常规治疗效果不佳或者病情反复,应考虑

到SGH 的可能。纤维喉镜检查并结合颈部增强

CT 值得推荐。口服普萘洛尔治疗 SGH 安全有

效,及时诊断并给药是SGH 治疗成功的关键,同时

需要加强随访,建议用药至19月龄以上,2岁龄停

药可能是最佳时机。
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