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Summary

Lymphatic malformations are developmental disorders of the lymphatic system. Therapeutic strategies include injections of sclerotizing
agents to cause obliteration and regression of the changes or-if it fails, surgical excision.

Aim. The aim of this study was to analyze the results of treatment of lymphangiomas in children using two methods: injections with
OK-432 sclerotizing agent and surgical excision.

Material and methods. Over the years: 2000-2010 40 children with lymphangioma have been treated in the Department of Surgery,
Traumatology and Urology in Poznan. Patients were treated with aspiration of the lymph followed by injections of OK-432 at the same
time, the surgical excision, or both methods.

Results. In 21 children OK-432 was used. The malformation was removed surgically in 14 patients, who were treated before 2003. In
4 patients both methods were used. In 10 of 21 patients treated OK-432 the partial reduction of lymphangioma was noted, in 3 com-
plete disappearance, in 2 no effect. Total disappearance of the lesion was noted in 11 of 14 surgically treated patients.

Conclusions. The most common localization of lymphangiomas in children in the analyzed material was area of the head and neck. Injec-
tions of OK-432 and surgical excision are equally effective methods of treatment of lymphangiomas. The possibility of large-volume as-

piration of lymph correlates with the faster reduction of the changes and better final result of treatment with OK-432.
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WSTEP

Naczyniaki limfatyczne sg wrodzonymi malformacjami
ukfadu chtonnego. Sktadajg sie z sieci cienkos$ciennych
naczyh chtonnych, poszerzonych kanatow jamistych
lub przestrzeni torbielowatych, wypetnionych chtonkag
o kolorze stomkowym (1, 2). Pochodzenie embrionalne
naczyniakow chtonnych nie jest do konca wyjasnione i
obejmuije kilka teorii. Najbardziej prawdopodobna ttuma-
czy ich powstanie zaburzeniami w rozwoju uktadu naczyn
chtonnych. Inne traktuja je jako nowotwory tagodne lub
hamartoma (guz nienowotworowy bedacy zaburzeniem
rozwojowym).

Naczyniaki chtonne moga by¢ rozpoznawane pre-
natalnie za pomoca USG. Najczes$ciej pierwsze objawy
kliniczne manifestujg sie we wczesnym dziecinstwie.
Do diagnostyki wykorzystuje sie badanie przedmioto-
we, USG, rzadziej tomografie komputerowa, rezonans
magnetyczny czy zdjecie rentgenowskie. Badanie histo-
patologiczne znajduje zastosowanie przy ostatecznej
weryfikacji zmiany (3).

Najczestszg lokalizacjg tych naczyniakéw jest gtowa
i szyja. Przebieg kliniczny uzalezniony jest od wielkosci
zmiany, ktéra moze by¢ tak niewielka, ze az niezauwazal-
na, lub tak duza, ze poprzez ucisk na drogi oddechowe

moze zagrazaé zyciu dziecka (4). Rzadko naczyniaki
chtonne umiejscawiajg sie w narzadach wewnetrznych,
obejmujac przyktadowo krezke.

Leczenie obejmuje ostrzykiwanie preparatami po-
wodujgcymi obliteracje i cofanie sie zmiany lub, w razie
niepowodzenia, chirurgiczne wyciecie (5, 6).

OK-432 jest preparatem zawierajgcym szczep za-
bitych penicyling bakterii Streptococcus pyogenes o
niskiej wirulencji, ktory zostat opracowany w Japonii i
po raz pierwszy zastosowany w leczeniu naczyniakow
limfatycznych w 1975 roku. Od tego czasu lek ten o
handlowej nazwie Picibanil byt szeroko stosowany i ma
udokumentowane skuteczne dziatanie w tej wadzie.

CEL PRACY

Praca badawcza zostata przeprowadzona w celu
analizy rezultatdéw leczenia naczyniakéw chtonnych u
dzieci metodg ostrzykiwania preparatem OK-432 oraz
wycieciem chirurgicznym.

MATERIAL | METODY

Materiat do badan zebrano na podstawie dokumenta-
cji chorych leczonych w Klinice Chirurgii, Traumatologii
i Urologii Dzieciecej Uniwersytetu Medycznego w Po-
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znaniu na przestrzeni lat: 2000-2010. Leczeniu podda-
no 40 dzieci: 17 dziewczynek i 23 chtopcow, stosujac
aspiracje chtonki i ostrzykiwanie preparatem OK-432,
chirurgiczne wyciecie zmiany lub obydwie z metod.

Analizie poddano:

— lokalizacje zmiany,

— wiek wykrycia i sposéb wykrycia,

— zastosowane leczenie,

— dtugosc¢ leczenia,

— rezultat kohcowy.

W przypadku chorych leczonych preparatem OK-432
dodatkowo oceniono:

— liczbe iniekciji,

— dawke wstrzyknietego preparatu,

— odstep czasowy miedzy iniekcjami,

— mozliwo$¢ aspiraciji zawarto$ci naczyniaka,

— zaaspirowang objeto$¢ chionki.

WYNIKI

Wyniki dotyczace lokalizacji wykazaty obecnos$¢ na-
czyniaka chtonnego okolicy gtowy i szyi u 18 pacjentow,
w pozostatych przypadkach zmiany umiejscowione byty:
11 pacjentéw — tutdéw, 8 — konczyny, 3 — krezka.

U 1 dziecka zmiane wykryto prenatalnie, u pozosta-
tych po urodzeniu, stosujac dodatkowa diagnostyke USG
u 27 pacjentéw.

U 21 dzieci do ostrzykniecia uzyto preparatu OK-432.
14 pacjentéw, leczonych przed 2004 rokiem, poddano
zabiegowi chirurgicznego usuniecia zmiany (ryc. 1).
U 3 pacjentéow przed ostrzykiwaniem wykonano chi-
rurgiczne usuniecie. U 1 dziecka chirurgiczne usunie-
cie wykonano po nieskutecznej terapii ostrzykiwaniem.
U 1 chtopca nastgpito samoistne cofniecie sie zmiany.

Dtugos¢ leczenia ostrzykiwaniem miescita sie w gra-
nicach od 1 miesigca do 4 lat, $rednia dtugosci leczenia

liczba pacjentéw
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Ryc. 1. Liczba pacjentow leczonych poszczegdlnymi metodami
w danych latach.

wyniosta 13 miesiecy. Nie mozna poréwnac tego para-
metru do diugosci leczenia chirurgicznego, gdyz w tym
przypadku dotyczy on jedynie czasu trwania zabiegu.

Podczas leczenia ostrzykiwaniem $rednia ilos¢ zabiegdw
wyniosta 3, przy jednorazowym zastosowaniu 1-3 jednostek
OK-432. Sredni odstep pomigdzy kolejnymi iniekcjami wy-
nosit 1 miesiac. Aspiracja chtonki byta mozliwa u wszystkich
ostrzykiwanych pacjentéw, w objetosci 1-200 ml.

U 10 spos$rdéd 21 dzieci leczonych ostrzykiwaniem
zaobserwowano zmniejszenie sie zmiany, u 3 catkowity
zanik, u 2 brak efektu, pozostali pacjenci sg pod kontrolg
poradni chirurgicznej (fot. 1, 2).

U 11 sposréd 14 pacjentdw leczonych chirurgicznie
stwierdzono catkowite ustapienie zmiany, 3 niedawno
operowanych pacjentéw znajduje sie pod kontrolg porad-
ni. U pacjenta leczonego ostrzykiwaniem przed operacjg
usuniecia chirurgicznego zaobserwowano catkowity zanik
naczyniaka. U pacjentow ostrzykiwanych po niedoszczet-
nej operacji nie zaobserwowano zmniejszenia sie zmiany
(tab. 1).

W zebranym materiale u 3 pacjentéw zdiagnozowano
naczyniaka krezki. W tych przypadkach zastosowano
nastepujace metody leczenia: u 2 pacjentéw wykonano
chirurgiczne usunigcie rozlegtego naczyniaka krezki, u
1 ze wzgledu na intensywny chtonotok jamy brzusznej
zatozono na okres 8 miesiecy cewnik Tenckhoffa.

WNIOSKI

Na podstawie uzyskanych w pracy badawczej wyni-
kéw mozna wyciggnaé nastepujace wnioski.

W analizowanym materiale najczestszg okolicg wyste-
powania naczyniakéw byta gtowa i szyja.

Zarbwno ostrzykiwanie preparatem OK-432, jak i
chirurgiczne usunigcie sa rownorzednie skutecznymi
metodami leczenia naczyniakéw chtonnych.

Mozliwos$¢ aspiraciji duzej objetosci chtonki wykazuje
korelacje z szybszym cofaniem sige zmiany oraz lepszym
efektem koncowym leczenia po ostrzykiwaniu.

Fot. 1. Noworodek z olbrzymim naczyniakiem chtonnym twarzy
po stronie prawej — stan przed leczeniem aspiracja i podaniem
OK-432 do torbieli naczyniaka.
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Fot. 2. Ten sam pacjent po 2 zabiegach leczenia preparatem
OK-432.

Leczenie naczyniakdéw chtonnych krezki wymaga
odmiennego algorytmu postepowania. Chirurgiczne
wyciecie bgdz czasowy cewnik Tenckhoffa stosowane sg
z powodu niemoznoséci kontrolowania rozprzestrzeniania
sie preparatu OK-432 w jamie otrzewnowe;.

Przeprowadzona analiza wskazuje na tendencje do
leczenia metoda jak najmniej inwazyjna. Od momentu
wprowadzenia do leczenia w Klinice preparatu OK-432
(2004 rok), zmniejszyta sie liczba chorych leczonych pier-
wotnhie wycieciem na rzecz leczenia ostrzykiwaniem.

DYSKUSJA

Leczenie naczyniakdw chtonnych ostrzykiwaniem
przy uzyciu preparatu OK-432 (Picibanil) rozpoczeto
w Klinice Chirurgii, Traumatologii i Urologii Dzieciece;j
w Poznaniu w 2004 roku. Wcze$niej jedyna stosowang
metoda byto ich chirurgiczne wyciecie. W zebranym ma-
teriale z zastosowaniem jedynie chirurgicznego wyciecia
byto leczonych 14 dzieci i taki algorytm postepowania
obowigzywat do 2004 roku.

Aby najlepiej porownac efekty leczenia metoda ostrzy-
kiwania $rodkiem sklerotyzujacym i chirurgicznego wy-
ciecia, przeprowadzono badania szczegétowo analizu-
jace dotychczas zebrany materiat.

OK-432 jest liofilizatem bakterii Streptococcus pyoge-
nes oraz benzylpenicyliny. Ogita wraz ze wspdtpracow-

Tabela 1. Efekt koncowy leczenia poszczegdlnymi metodami.

nikami ttumaczy mechanizm terapeutyczny Picibanilu
powodowanymi przez niego zmianami zapalnymi, ktére
powstajg na skutek chemicznej stymulacji tkanek. Efek-
tem jest zamykanie przestrzeni torbieli i koncentryczne
bliznowacenie naczyniaka chtonnego (2). Liczne publika-
cje wskazujag na bezpieczenstwo stosowania Picibanilu i
nie wykazujg zadnych efektéw ubocznych podczas jego
uzycia (1, 5, 7). Decyduje to o mozliwosci jego uzywania
u dzieci. Jedyne ryzyko moze pojawi¢ sie w przypadku
pacjentow uczulonych na penicyling, dlatego ewentualng
alergie na lek nalezy wykluczy¢ zawsze przed podaniem
preparatu. Zalety Picibanilu decyduja o jego mozliwosci
stosowania u dzieci.

W analizowanym materiale $rednia ilo$¢ iniekcji pod-
czas leczenia lymphangioma wynosita 3. Sredni czas
odstepu pomiedzy kolejnymi iniekcjami wynosit 1 mie-
sigc. Rozni sie to od schematu stosowania preparatu w
publikacji Ogita i wsp., wg ktorej OK-432 podawano z
czestoscig 1 do 3 razy w tygodniu (6). Z kolei wg badan
Brewisa i wsp. do uzyskania petnego efektu terapeutycz-
nego konieczne jest podanie 6 dawek preparatu (4).

W analizowanym materiale najczestszg okolicg wyste-
powania naczyniakéw chtonnych byfa gtowa i szyja. W
tej lokalizacji wystepowaty u 45% pacjentow. Dostepne
publikacje za najczestszg lokalizacje lymphangiomas tak-
ze uznajg okolice gtowy i szyi. W zaleznosci od badanej
grupy pacjentow czesto$¢ wystepowania naczyniakéw w
tym umiejscowieniu wahata sie od 48 do 54% (5, 8).

Zaréwno u pacjentéw leczonych ostrzykiwaniem pre-
paratem OK-432, jak i chirurgicznym stwierdzono réwno-
rzedny efekt terapeutyczny. Niewatpliwg przewaga pre-
paratu sklerotyzujgcego jest mniejsze ryzyko powiktan,
niz podczas zabiegu chirurgicznego usuniecia zmiany.
Operacja, oprécz koniecznosci znieczulenia ogoélinego
pacjenta, wigze sie z pozostawieniem blizny, co jest istot-
ne zwitaszcza w pézniejszym dorostym juz zyciu dziecka.
Poza tym usuniecie naczyniaka chtonnego potozonego w
bliskim sgsiedztwie nerwéw bgdz naczyn krwionosnych
wiaze sie z ryzykiem albo uszkodzenia tych struktur, albo
niekompletnego usuniecia zmiany (9-12).

Mozliwos$¢ aspiracji znaczacej ilosci chtonki wigzata
sie z lepszym efektem terapeutycznym leczenia naczy-
niaka metodg ostrzykiwania. Stwierdzenie to potwierdza
publikacja Brewisa, ktory najlepszy efekt terapeutyczny
preparatu OK-432 obserwowat u pacjentdow z naczynia-
kami cystycznymi (4).

:;zz::t Catkowity zanik Czesciowy zanik Brak efektu Kontynuacja leczenia
Ostrzykiwanie OK-432 3 10 2 6
Usuniecie chirurgiczne 11 0 0 3
Wyciecie + OK-432 0 0 3 0
OK-432 + wyciecie 1 0 0 0
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Niemozliwo$é kontroli nad rozprzestrzenianiem sie
Picibanilu w jamie otrzewnej jednoznacznie eliminuje
mozliwo$¢ jego bezpiecznego wykorzystania w leczeniu
naczyniakédw chtonnych krezki. Dobry efekt terapeu-
tyczny u pacjentéow leczonych wycieciem lub czasowo
zatozonym cewnikiem Tenckhoffa sugeruje poprawnosé
algorytmu leczniczego zastosowanego w przypadku
tych dzieci.

Podsumowujac, warto zwroci¢ uwage na tendencje
do jak najmniej inwazyjnego leczenia dzieci. Zapewne
jednoznaczna odpowiedz na pytanie, czy ostrzykiwanie
preparatem OK-432 jest skuteczniejszg metoda leczenia
niz chirurgiczne wyciecie wymaga jeszcze wielu lat obser-
wagiji, warto jednak zawsze rozpoczynac leczenie metoda
jak najmniej narazajaca pacjenta na powiktania. O
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