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Popis skraéenica i akronima

ARDS = akutni respiratorni distres sindrom
AE = atrezija ezofagusa

GER = gastroezofagealni refluks

MR = magnetska rezonanca

NGS = nazogastri¢na sonda

LGEA =, long-gap”“ ezofagealna atrezija
TEF = traheoezofagealna fistula

TTA = termino-terminalna anastomoza



1. Uvod

1.1. Klasifikacija
Atrezija jednjaka je kongenitalna malformacija koja podrazumijeva diskontinuitet jednjaka. U
klinickoj praksi koriste se dvije klasifikacije: Grossova i Vogtova. Prva je objavljena Vogtova

klasifikacija (1929.), a modifikacija iste uslijedila je 1953. prema Grossu (Tablica 1) (1).

Tablica 1. Klasifikacija atrezije jednjaka prema Grossu i Vogtu
Gross | Vogt Opis

- Tip 1 | Ezofagealna agenezija

TipA | Tip2 | Proksimalnii distalni ezofagealni bataljak koji slijepo zavrsavaju

Tip B | Tip 3A | Proksimalna traheoezofagealna fistula i slijepi zavrsetak distalnog bataljka

Tip C | Tip 3B | Distalna traheoezofagealna fistula i slijepi zavrSetak proksimalnog bataljka

Tip D | Tip 3C | Ezofagealna atrezija s fistulom proksimalnog i distalnog bataljka

Tip E - Jednjak u kontinuitetu, ali u komunikaciji s dusnikom (H-fistula)

Agenezija jednjaka (tip 1 po Vogtu) oznacava stanje nerazvijenog jednjaka, a pojavljuje se
vrlo rijetko, tek u 0,1% . U tipu Gross A/Vogt 2 proksimalni dio jednjaka obi¢no zavrsava
visoko u straznjem medijastinumu, a distalni varijabilno zavrSava u odnosu na dijafragmu;
niti jedan dio jednjaka nije povezan s dusnikom (2). Tip Gross B/Vogt 3A ukljucuje rane teske
komplikacije vezane uz respiratorni sustav jer sav progutani sadrzaj ulazi u traheju preko
proksimalne traheoezofagealne fistule (TEF). Najée$¢éu pojavnost ima tip Gross C/Vogt 3B
(oko 85%). Ovaj tip atrezije jednjaka karakterizira dilatirani proksimalni slijepi dio zadebljane
misi¢ne stijenke, dok je distalni dio gracilan i povezan s trahejom (2). Oba spomenuta dijela

jednjaka mogu biti poprilicno udaljena, Sto se onda naziva ,long-gap” ezofagealna atrezija



(LGEA). Tip Gross D/Vogt 3C Cesto je pogresno dijagnosticiran jer se previdi fistula s
proksimalnim krajem jednjaka, koja se u konaénici moze naknadno intraoperativno utvrditi
zbog pojave zraka iz proksimalnog dijela (2). U tipu atrezije Gross E, odnosno H-fistule, koja
je visoko u vratu, mogu se ponekad nadi i do tri fistule umjesto jedne, koje povezuju jednjak
s dusnikom (2). Ona ponekad ostaje neotkrivena do Cetvrte godine Zivota zbog nespecifi¢nih

znakova kao $to su rekurentne pneumonije ili respiratorni distres nakon hranjenja (3).

Slika 1. Klasifikacija atrezije jednjaka prema Grossu i Vogtu — shematski prikaz

1.2. Incidencija

Incidencija prirodene atrezije jednjaka u svjetskim istraZivanjima iznosi od 1:2500 do
1:4500 Zivorodene djece. Rad Pogoreliéa i sur. iznosi podatke o incidenciji od 1:2500 na
podrucju Hrvatske, lijecenih u Klinickom bolnickom centru Split, uz povecanu ucestalost
pojave AE u djevojcica (4). Incidencija u blizanaca je ¢ak 2,56 puta veca, s time da ova
anomalija uobicajeno zahvaca samo jednog blizanca (1, 5). Rizik za dobivanje djeteta s AE

vedi je za 1% ako roditelji imaju vec jedno dijete s istim poremecajem.



1.3. Etiologija
Atrezija ezofagusa (AE) nastaje zbog poremecaja tijekom embrionalnog razdoblja u razvoju
zajednicke osnove jednjaka i dusnika, negdje izmedu 4. i 6. tjedna gestacije. Etiologija tog
poremecaja nije sasvim poznata. Medutim, istraZivanja su potvrdila neke ¢cimbenike koji
zasigurno imaju ulogu u razvoju AE. Jedan od njih je doksorubicin — lijek koji se koristi u
lije¢enju malignih novotvorina i koji je kontraindiciran u trudnica zbog svog teratogenog
ucinka. Dokazano je da uzrokuje atreziju jednjaka u glodavaca, $to se dovodi u vezu s istom
pojavom u ljudskih fetusa (6). Za razvoj jednjaka dokazano imaju ulogu NKX2.1, Sox2, Foxf1,
Shh, Wnt i Bmp geni (6-10). Odsutstvo NKX2.1 i Sox2 gena dovodi do nepotpunog odvajanja
jednjaka i dusnika, a delecija gena za vaZne aktivatore i inhibitore signalnih puteva za razvoj
primitivnog crijeva dovodi do formiranja AE s TEF (6, 9-11). Gotovo 50% svih bolesnika s AE
ima pridruzene i druge malformacije, koje se vidaju u sklopu Feingold, CHARGE (coloboma,
heart defects, atresia choanal, retarded growh and development, genital hypoplasia and ear
deformities), AEG (anophthalmia-esophageal-genital syndrome), Pallister-Hall i Opitz G
sindroma, Fanconijeve anemije te VACTERL asocijacije (vertebral, anorectal, cardiac,
tracheoesophageal, renal and limb defects) (12, 13). Kromosomske abnormalnosti koje se
dovode u vezu s atrezijom jednjaka su trisomija 18 i 21, trisomija X, Xp duplikacija, 22g11
mikroduplikacija i 5q11.2 delecija (12, 13). Treba svakako spomenuti i okolisne faktore kao
potencijalne uzroke AE. Neki od njih su majcina izloZenost metimazolu, egzogeni spolni
hormoni, pusenje i alkohol u trudnodi, infektivne bolesti majke, dijabetes majke i inzulinska

terapija, starija dob majke i posao u agrokulturi i hortikulturi (14, 15).



1.4. Dijagnostika
Sumnja na atreziju jednjaka trebala bi se postaviti nakon 18. tjedna gestacije fetalnim
ultrazvukom. Ultrazvuéno se moze uociti malen ili odsutan fetalni mjehuri¢ u Zelucu,
smanjen Zeludac, te atreti¢ni dZep jednjaka u podrucju vrata (Slika 2 i 3). Zbog nemogucénosti

gutanja fetusa prisutan je i polihidramnion (2, 4) (Slika 4).
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Zeludac (mikrogastrija)

Dilatirani ezofagealni bataljak

Slika 2. Fetalni ultrazvuk, prikaz Slika 3. Fetalni ultrazvuk, prikaz
atreti¢nog dZepa jednjaka (16) smanjenog Zeluca (17)
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Slika 4. Prikaz polihidramniona uz pomo¢ ultrazvucne
metode (18)

Ako nije moguce sa sigurnoSéu postaviti dijagnozu AE fetalnim ultrazvukom, a postoji
sumnja, moze se napraviti magnetska rezonanca (MR) fetusa. Na MR-u moze se vidjeti

intratorakalni dio jednjaka, te postoji li kontinuitet jednjaka do spoja sa Zelucem (1) (Slika 5).

- 3
Slika 5. Magnetska rezonanca, prikaz normalnog fetalnog jednjaka
(lijevo) i atreti¢nog fetalnog jednjaka (desno) (19)




Postpartalno, prvi uocljivi znak i simptom kod novorodenceta je prekomjerna salivacija. Zbog
nemogucnosti gutanja sline i njenog nakupljanja u usnoj Supljini moZe doci do kaslja, gusenja
i cijanoze. U najéeséem tipu atrezije (Gross C/Vogt 3B) nalazimo crijevne vijuge ispunjene
zrakom zbog prolaska zraka kroz TEF, a time i normalno distendiran abdomen. Ukoliko fistule
nema, abdomen je ispod razine toraksa, a crijeva su bez zraka. Definitivno potvrdivanje
dijagnoze vrsi se uvodenjem nazogastri¢ne sonde u lumen jednjaka te kontrastnom anterio-
posteriornom rentgenskom snimkom toraksa i nativnom rentgenskom snimkom abdomena
u uspravnom stavu. Nazogastricnom sondom ne moze se doprijeti do Zeluca nego tek do
gornjeg dijela medijastinuma, $to je obi¢no do 15 cm. Na snimci toraksa vodotopivi kontrast
ne prolazi do Zeluca, vec se zadrzava u proksimalnom bataljku jednjaka, gdje nalazimo i

zavrSetak sonde (Slika 6).

Slika 6. Radiogram toraksa i abdomena
novorodenceta s atrezijom jednjaka (20)




1.5. Preoperativna priprema
Tijekom preoperativnog perioda vrlo je vazno dobro zbrinuti dijete. Potrebno je redovito
aspirirati sav sadrzaj iz proksimalnog bataljka te okrenuti novorodence u polozaj izmedu
trbusnog i bo¢nog, kako bi se sprijecila aspiracija nakupljenog sadrZaja iz usne Supljine u disni
sustav (1, 3). Obvezno je konstantno monitoriranje djetetovih vitalnih parametara kao i
centralni vaskularni pristup, zbog potrebe parenteralne prehrane novorocenceta.
Nedonosc¢adi s atrezijom jednjaka i udruZenim respiratornim distresom treba posvetiti
posebnu paznju, endotrahealno ih intubirati i mehanicki ventilirati (2). Novorodencadi je
indicirano prije operativnog zahvata uciniti ultrazvuk srca, kako bi se detektiralo strukturno

oStecenje srca ili velikih krvnih Zila te desnostrani luk aorte, koji se pronade u 2,5% slucajeva

(2).

Postoji vise klasifikacija za odredivanje preoperativnih rizicnih faktora, a najrecentnija je

Spitzova klasifikacija. Ona ukljuéuje tjelesnu masu i sréane anomalije, a dijeli pacijente u tri

grupe:

e grupal—TT > 1500 g, bez sréanih anomalija,
e grupall =TT < 1500 g ili prisustvo sréanih anomalija,

e grupa lll =TT < 1500 g sa sréanim anomalijama (1).

1.6. Lijecenje
Lijecenje je iskljucivo kirursko. Razni su operativni pristupi uspostave kontinuiteta i
adekvatne funkcije jednjaka, a neki od njih su termino-terminalna anastomoza (TTA),
zamjena jednjaka Zelucem ili jednim njegovim dijelom, interpozicija tankim crijevom ili

interpozicija debelim crijevom. Svaka navedena zamjena jednjaka ima svoje prednosti i mane
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(21). Rezultati istraZivanja ukazuju na to da niti jedan operativni zahvat nije idealan i ne
omogucuje u potpunosti urednu funkciju jednjaka. Naime, svaka tehnika ima svoja

ogranicenja, bilo prilikom spajanja krajeva jednjaka ili prilikom trakcije (21).

Najcesée koriSten pristup je termino-terminalna anastomoza. Ona podrazumijeva desnu
torakotomiju, ligaciju vene azygos, presjecanje traheoezofagealne fistule, ukoliko ona
postoji, te zatvaranje otvora dusnika na prethodnom spojistu fistule. Slijedi spajanje
proksimalnog i distalnog bataljka jednjaka. Idealno, anastomoza bi trebala biti bez tenzije.
Ukoliko se radi o velikoj udaljenosti dva dijela jednjaka, tzv. LGEA, dijete se podvrgava

torakoskopskoj tehnici ezofagealne elongacije, prije odgodene primarne anastomoze (22).

Internacionalna grupa za ezofagealne atrezije (InoEA) isti¢e kako se u LGEA treba izbjagavati
cervikalna ezofagostomija jer postoji velika moguénost otezavanja oblikovanja odgodene
primarne anastomoze (22). Kada se radi o AE s H-fistulom, najviSe se koristi cervikalni pristup
jednjaku, prije ¢ega se bronhoskopski kanulira fistula sa sondom ili Fogartyjevim kateterom
(1, 3). Endoskopsko postavljanje Fogartyjeva katetera pokazalo se neuspjesSnim u vecini
klinickih centara (1). Kod djece s respiratornom potporom kao najbolje rjeSenje pokazala se
hitna ligacija distalne fistule transpleuralnim pristupom, nakon koje im se poboljsao

respiratorni status (1).

U novije vrijeme, sve vise se preoperativno koristi laringotraheobronhoskopija, kako bi se

vizualizirao broj i lokalizacija TEF, te identificirale dodatne anomalije (23).

PreZivljenje ovisi o mnogo faktora, a najznacajniji od njih su kongenitalne pridruzene
anomalije, tip atrezije, prematuritet, niska porodajna masa, sepsa, respiratorne komplikacije,
»curenje” na mjestu anastomoze, kromosomske abnormalnosti, nizak socioekonomski status

te odgodeno postavljanje dijagnoze (24).



1.7. Postoperativne komplikacije
Komplikacije moZzemo podijeliti na rane i kasne. U rane komplikacije pripadaju striktura
anastomoze, propustanje na mjestu anastomoze i rekurentna TEF. One ovise o kirurskoj
tehnici, perioperativnoj njezi i individualnim ¢imbenicima pacijenta (25). Anastomotska
propustanja pojavljuju se u 15%-20% slucajeva, a posljedica su malog, gracilnog donjeg
segmenta, ishemije krajeva jednjaka, prekomjerne anastomotske napetosti, sepse, losih
tehnika Sivanja, vrste Savova, prekomjerne mobilizacije distalnog kraja i LGEA (1). Manja
propustanja spontano se resorbiraju u 95% pacijenata u roku od nekoliko dana, medutim
povezana su s ve¢om ucestalo$c¢u kasnijeg razvoja strikture. Veca propustanja na mjestu
anastomoze mogu uzrokovati tenzijski pneumotoraks i zahtijevati hitnu drenazu ili ranu
torakotomiju (1). Anastomotske strikture prisutne su u do 40% slucajeva i uglavnom vecina
odgovara na lije¢enje dilatacijom rigidnom ezofagoskopijom ili balonskom dilatacijom uz
fluoroskopiju ili fleksibilnu endoskopiju. Rizikofaktori za njen nastanak su propusanje
anastomoze, GER i anastomoza pod tenzijom, sto se moze reducirati pazljivim pripojem
krajeva jednjaka, o¢uvanjem krvne opskrbe i zahva¢anjem mukoze svakim Savom (2). Na
rekurentnu TEF moZemo posumnjati ako dijete ima respiratorne smetnje ili rekurentne

infekcije, a otkrivamo ih aplikacijom vodotopivog kotrasta u jednjak ili bronhoskopijom.

Kasne komplikacije ukljuéuju gastroezofagealni refluks, respiratorne poremecaje i
dismotilitet jednjaka, a njihova pojava je poprilicno ¢esta (25). GER ima pojavnost ¢ak do
65% nakon operacije, a mozZe dovesti do striktura, aspiracijske pneumonije, bronhalne
hiperreaktivnosti i trajnog oStecenja plu¢nog parenhima (26). Simptomi ukljuc¢uju akutne ili
kroni¢ne probleme s disanjem, regurgitaciju, povracanje i zaostajanje u rastu. Dijagnoza se
postavlja prvenstveno putem ezofagoskopije, 24-satne pH-metrije, intraluminalne

impedancije ili kontrastne pretrage (1). Lije¢enje ove posljedice pocinje pazljivim planiranjem
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prehrane, a nakon toga medikamentoznom terapijom — inhibitorima protonske pumpe. U
najtezim slucajevima potrebno je kirursko lije¢enje, odnosno fundoplikacija. GER s
vremenom moze dovesti do kroni¢nog ezofagitisa, poremecaja respiratirne funkcije te do
adenokarcinoma jednjaka. Jedan od posljedi¢nih respiratornih poremecaja je traheomalacija
zbog Cestih aspiracija. Zlatni standard za dijagnostiku traheomalacije je bronhoskopija, kojom
se odreduje radi li se o teskoj, srednje teskoj ili blagoj formi (1). Neki od bolesnika zahtjevaju
operativno lije¢enje aortopeksijom. Dismotilitet je prisutan skoro kod svakog djeteta prije ili
kasnije. Dijagnosticira se manometrijom ili scintigrafijom, a praznjenje jednjaka moguce je
primarno zbog gravitacije. Navedene komplikacije, poglavito kasne, zasigurno uvelike utjecu,

kako na dojenacku, tako i na kasniju kvalitetu Zivota djeteta.
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2. Svrha rada

Atrezija jednjaka predstavlja Zivotno ugroZavajuce stanje koje je vrlo vazno brzo prepoznati i
operativno lijeciti. Zbog Cestih javljanja postoperativnih komplikacija, ovim radom nastojimo

potaknuti svijest o njima i dati svoj doprinos njihovoj Sto boljoj prevenciji i lijeCenju.

Svrha ovog rada je prikazati demografske, epidemioloske i klinicke znacajke pacijenata s
dijagnozom atrezije jednjaka te njihovo preoperativno i, posebice, postoperativno praéenje.
Uz navedeni prikaz, osvrnut éemo se i na svjetska relevantna istraZivanja te ih usporediti s
nasima. U analizi ¢emo obraditi podatke koji obuhvaéaju preoperativno, odnosno
dijagnosticko, operativno i postoperativno razdoblje u djece s atrezijom jednjaka, lijeCene na
Zavodu za intenzivno i postintenzivno lije¢enje djece Klinickog bolni¢kog centra Rijeka u

razdoblju od sije¢nja 2012. do travnja 2019.
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3. Ispitanici i postupci

Ovo istrazZivanje je retrospektivno i provedeno je na Zavodu za intenzivno i postintenzivno
lijecenje djece Klinike za pedijatriju Klinickog bolni¢ckog centra Rijeka. Prikupili smo podatke
svih pacijenata lijecenih od atrezije jednjaka u razdoblju od sije¢nja 2012. do travnja 2019.
Navedeno razdoblje izabrali smo radi jednostavnije dostupnosti i relevantnosti podataka
prikupljenih iz Integriranog bolnickog informacijskog sustava (IBIS), uvedenog 2012. godine.
Podatci koji nisu bili zabiljeZzeni u otpusnom pismu dobiveni su iz povijesti bolesti pacijenta
(lije€nickih lista i sestrinske dokumentacije). U tom razdoblju na Odjelu intenzivnog lijecenja

lijecilo se 11 djece s dijagnozom AE. Ispitanicima smo analizirali:

1. epidemioloske i demografske parametre (dob, spol, bolesti majke, gestacijska dob,
porodajna masa, rodna duZina, opseg glave pri porodu, Apgar test)

2. klinicke parametre (fetalni ultrazvuk, tip atrezije jednjaka, pridruzene anomalije,
nacin dijagnostike AE, dob pri operaciji, vrijeme provedeno na respiratoru, vrijeme do
pocetka hranjenja putem sonde, vrijeme do pocetka hranjenja na usta, duljina

hospitalizacije, prezivljenje, postoperativne komplikacije).

Za dobivanje rac¢unskih podataka koristili smo jednostavne metode deskriptivne statistike u

Microsoft Excel 365 programu.

Dozvola za provodenje ovog istrazivanja i koristenje podataka iz IBIS-a dobivena je
pismenom suglasnoscéu Etickog povjerenstva KBC-a Rijeka. Osigurana je privatnost i zastita

tajnosti podataka svakog ispitanika.
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4. Rezultati

U razdoblju od sije¢nja 2012. do travnja 2019. godine na odjelu je boravilo 11 pacijenata
zbog prirodene atrezije jednjaka. Od ukupnog broja bolesnika, osam je bilo muskog spola

(73%), a tri Zenskog spola (27%) (Slika 7).

Podjela po spolu

= Muski

s Zenski

Slika 7. Podjela pacijenata s atrezijom jednjaka po spolu

Majke djece s atrezijom jednjaka su tijekom trudnoce bile zdrave u Sest sluc¢ajeva (58%).
Dijagnozu gestacijskog dijabetesa imale su tri Zene (25%), a hipotireozu dvije (17%). Nalaz
fetalnog ultrazvuka bio je uredan kod sedam pacijenata (64%), a polihidramnij utvrden je

kod cetiri pacijenta (36%) (Slika 8).

13



Nalaz fetalnog ultrazvuka

Uredan

= Polihidramnij

Slika 8. Prikaz nalaza fetalnog ultrazvuka

Prosjecno trajanje gestacije bilo je 39 (+/- 2.5) tjedana. Apgar bodovi kretali su se u prvoj

minuti izmedu sedam i 10, a u petoj minuti izmedu osam i 10 (Slika 9).

Apgar score u 1. minuti Apgar score u 5. minuti
0%
%= SEE W
=0 m7 —— = =7
== =8 — =8
- 18% =9 =9
64% =
= 10 82% 10

Slika 9. Prikaz Apgar bodova u prvoj i petoj minuti nakon poroda

Prosje¢na porodajna masa djeteta bila je 3110 g (+/- 772.25), rodna duljina 50.64 cm (+/-

4.27), a opseg glave 34.29 cm (+/- 3.10).
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U fizikalnom nalazu prilikom prvog pregleda utvrdena je pojacana salivacija u sve

novorodencadi. Troje novorodencadi imalo je distenziju abdomena (27%) (Slika 10)

Status abdomena kod
prijema

= Bez distenzije

= Distenzija

Slika 10. Prikaz statusa abdomena novorodencadi s
atrezijom jednjaka kod prijema

Kod sve novorodencadi provedena je dijagnosticka obrada u svrhu dokaza postojanja AE;
kod sve djece postavila se sonda u jednjak, u¢injena je kontrastna radioloska obrada te
radiogram grudnih organa. Projekcija sonde na radiogramu grudnih organa bila je u visini
torakalnog kraljeska Th2 u dvoje novorodencadi (18%), Th3 u ¢etvero (37%), Th4 u Cetvero

(36%) i Th5 u jednog novorodenceta (9%) (Slika 11).
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Visina projekcije sonde

ETh2
ETh3
=Th4

Th5

Slika 11. Prikaz razine projekcije sonde na radiogramu
grudnih organa u novorodencadi s atrezijom jednjaka

Zrak u crijevima na radiogramu abdomena bio je prisutan u desetero (91%) bolesnika, dok je

u jednog bio odsutan.

Kod svih bolesnika dijagnoza atrezije jednjaka postavljena je do drugog dana Zivota. Atreziju
jednjaka tipa Gross C/Vogt 3B imalo je desetero novorodencadi (91%), a jedno dijete imalo

je atreziju tipa Gross A/Vogt 2 (9%) (Slika 12).

Podjela prema vrsti
atrezije jednjaka

= Gross A/Vogt 2
H Gross C/Vogt 3B

91%-/ -

Slika 12. Prikaz pojavnosti vrsta atrezija jednjaka
prema Gross i Vogt klasifikaciji
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Preoperativno su u desetero bolesnika ucinjeni ultrazvuk srca i ultrazvuk mozga.

Ultrazvucni nalaz srca pokazao je u troje bolesnika uredan nalaz (25%), u Cetvero otvoreni
foramen ovale (34%), u dvoje ventrikularni septalni defekt (17%), u jednog bolesnika atrijski

septalni defekt (8%) i u jednog bolesnika perzistentni arterijski duktus (8%) (Slika 13).

Ultrazvuk srca

= Uredan nalaz

& Otvoreni foramen ovale
0,
£ VSD
ASD

7% E DAP

= Nije napravljen

Slika 13. Prikaz preoperativnog nalaza ultrazvuka srca djece s
atrezijom jednjaka (VSD — ventrikularni septalni defekt; ASD —
atrijski septalni defekt; DAP — perzistentni arterijski duktus)

Nalaz ultrazvuka mozga u jednog bolesnika (10%) utvrdio je stanje nakon periventrikularnog-

intraventrikularnog krvarenja Il. stupnja, dok je u ostalih devet (90%) bio uredan.

Kod dvoje djece je uz atreziju jednjaka pronadena je joS jedna anomalija probavnog sustava
— atrezija anusa, koja je zbrinuta oblikovanjem anus praetera. Kod jednog od tih pacijenata
pobudena je sumnja na VACTERL asocijaciju (vertebral, anorectal, cardiac,

tracheoesophageal, renal and radial limb abnormalities) zbog nalaza atrezije anusa, atrijskog
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septalnog defekta, atrezije jednjaka tipa Gross C/Vogt 3B, potkovicastog bubrega,

vezikoureteralnog refluksa I./1l. stupnja te hipotrofije misi¢a i hipotonije.

Operirano je svih jedanaestero novorodencadi. Termino-terminalna anastomoza izvedena je
na 10 novorodencadi, dok je u jednog Zenskog novorodenceta s atrezijom tipa Gross A/Vogt
2, zbog velike udaljenosti proksimalnog i distalnog bataljka jednjaka, ucinjena gastrostoma, a
kasnije i cervikalna ezofagostoma. U vrijeme izvodenja operacijskog zahvata atrezije

jednjaka, najvise je bilo bolesnika u dobi od dva dana (55%), zatim od jednog dana (36%) i od

tri dana (9%) (slika 14).

Dob pacijenta prilikom
operacije

E1dan
=2 dan
3dan

Slika 14. Prikaz dobi pacijenata pri operaciji atrezije
jednjaka

Tijek operativnog zahvata u Sest bolesnika protekao je uredno (55%), a komplikacije su se
pojavile u vidu akcidentalne perforacije jednjaka ili traheje u troje (27%), odnosno u vidu

kardijalnog aresta s uspjeSnom reanimacijom u jednog bolesnika (9%). U jednog bolesnika
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ucinjena je gastrostoma, kasnije i cervikalna ezofagostoma, a tijek operativnog zahvata

protekao je uredno (Slika 15).

Tijek operativnog zahvata

9%

= Uredan tijek

= Akcidentalna perforacija
jednjaka ili traheje

Kardijalni arest s uspjeSnom
reanimacijom

Slika 15. Prikaz tijeka operativnog zahvata i njegovih komplikacija

Sva operirana djeca su prije i nakon operativnog zahvata lije¢ena antibioticima, koji su

prekinuti ukoliko je hemokultura bila negativna, a upalni parametri niski.

U postoperativhom periodu dvoje (18%) pacijenta nije imao nikakve komplikacije. Desetero
djece (82%) imalo je jednu ili vise ranih postoperativnih komplikacija. U dva slu¢aja doslo je
do pojave kasnih komplikacija — traheomalacije i potesko¢a hranjenja. Rane postoperativne
komplikacije su bile: parcijalni pneumotoraks, pleuralniizljev, manje atelektaze pluéa,
medijastinitis, rekurentna TEF, intrapleuralni apsces, ARDS, subkutani emfizem,
dehiscijencija anastomoze, distenzija abdomena, sepsa, traheomalacija, apnoicne atake uz
bradikardiju i poteSkoce hranjenja. Od ostalih komplikacija treba spomenuti fistuliranje
proksimalnog i distalnog bataljka, neodizanje oSita te anafilakticku reakciju na vodotopivi

kontrast. U tablici 2. pregledno su prikazane sve navedene komplikacije nakon operacije.
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Tablica 2. Prikaz ucestalosti komplikacija nakon operacije atrezije jednjaka

Postoperativne komplikacije n (%)
Pneumotoraks 5 (45%)
Pleuralni izljev 4 (36%)
Atelektaza 3 (27%)
Medijastinitis 2 (18%)
Rekurentna TEF 1(9%)
Intrapleuralni apsces 1(9%)
ARDS 1 (9%)
Subkutani emfizem 2 (18%)
Dehiscijencija anastomoze 1(9%)
Distenzija abdomena 3 (27%)
Sepsa 3 (27%)
Traheomalacija 1(9%)
Apnoicne atake uz bradikardiju 1(9%)
Poteskoce hranjenja 1(9%)
Ostale komplikacije 3 (27%)
Bez komplikacija 2(18%)

Na kontrolnoj pasazi jednjaka u Sestero djece (55%) nalaz je bio uredan, dok su u dvoje (18%)

prikazane strikture jednjaka u podrucju anastomoze. Ekstravazacija kontrasta iz jednjaka u

okolne strukture uocena je u dvoje djece (18%) (Slika 16).
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Kontrolna pasaza jednjaka

& Uredan nalaz

9%

& Striktura anastomoze

Ekstravazacija kontrasta

Nije napravljena zbog
ezofagostome i
gastrostome

Slika 16. Prikaz rezultata kontrolne pasaZe jednjaka nakon
operacije

Nakon operacije AE sva djeca su bila mehanicki ventilirana, a prosjecno vrijeme provedeno

na respiratoru iznosilo je 12 (+/- 8.84) dana.

Pred operativni zahvat i nakon operacije djeca su hranjena totalnom parenteralnom
prehranom, a nakon toga putem nazogastri¢ne sonde (NGS) koja je postavljena tijekom
operativnog zahvata. Prosjecan pocetak hranjenja preko NGS, za devetero pacijenata, bio je
6. postoperativnog dana (+/- 5.48). Ukoliko su se pacijenti adekvatno oporavljali, zapocelo se
s unosom hrane na usta. Prosje¢an pocetak hranjenja na usta za devetero pacijenata bio je
12. (+/- 5.85) postoperativnog dana. Kod jednog bolesnika kroz vise mjeseci nije
uspostavljeno hranjenje na usta zbog teskih brojnih postoperativnih komplikacija, a kod

jednog bolesnika hranjenje je uspostavljeno putem gastrostome.

Prosje€na dob pacijenata kod premjestaja sa Zavoda za intenzivno i postintenzivno lijecenje
djece na drugi odjel bila je 43 dana (+/- 35.32), a prosjecna tjelesna masa po premjestaju bila

je 3731 g (+/- 788.36).

PreZivjelo je svih 11 bolesnika.
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5. Rasprava

Prenatalna dijagnostika atrezije jednjaka je upitna zbog slabe osjetljivosti ultrazvuka (19). Iz
tog razloga treba i pri najmanjoj sumnji na atreziju jednjaka pozorno pratiti trudnodu te
prosiriti pretrage magnetskom rezonancom ukoliko je potrebno. Time se smanjuje
mogucnost da slucajevi ezofagealne atrezije produ neotkriveno. Vazino je ispitati i bolesti
majke. Prema velikoj kohortnoj studiji provedenoj u Svedskoj, fetusi izloZzeni maj¢inom
dijabetesu u trudnodi su u poveéanom riziku za razvoj atrezije jednjaka, Sto je potvrdenoi u

nasem radu, s incidencijom gestacijskog dijabetesa od 25% (27).

Prosje¢na porodajna masa nase novorodencadi bila je 3110 g, Sto je prediktor dobrog

ishoda, odnosno ve¢e mogucénosti prezivljenja.

Incidencija atrezije jednjaka prema spolu, pokazana u ovom radu, govori u prilog ostalim

radovima i potkrepljuje Cinjenicu da je ¢e$éa pojava u muskog spola (28).

Sto se tice klasifikacije AE po uéestalosti, u naem istraZivanju neupitno predvodi tip atrezije

Gross C/Vogt 3B, kao sto pokazuju i brojna druga relevantna istraZivanja.

Pridruzene sr¢ane anomalije uz atreziju jednjaka bile su izrazene u ¢ak 67% nasih ispitanika,
Sto korelira s istrazivanjem Bogsa i sur., a u manjoj mjeri bile su prisutne pridruzene druge

anomalije probavnog sustava (29).

Operativni zahvat AE, prema relevantnoj literaturi, najpovoljnije je uciniti u periodu od 22
sata do Cetiri dana po rodenju (12). Svi nasi pacijenati bili su operirani upravo unutar

navedenog intervala, a najvise njih, ¢ak 55%, bilo je operirano u dobi od dva dana.

Najpozeljnije rezultate, prema istrazivanjima, daje primarni zahvat spajanja proksimalnog i

distalnog bataljka jednjaka bez tenzije radi manje mogucnosti razvitka disfunkcije u
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motilitetu kod takvih bolesnika (30). Kada se radi o LGEA, najbolji rezultati pokazali su se
nakon primarne traspozicije jednjaka Zelucem radi manjeg broja postoperativnih

komplikacija, Sto ujedno povecava Sanse prezivljenja (31).

Morbiditeti diSnog sustava, usprkos medicinskoj skrbi na visokoj razini i agresivnom
medikamentnom pristupu, joS uvijek ostaju Cest i ozbiljan problem u djece operirane zbog
AE. Atelektaza, kao jedna od njih, mozZe biti posljedica disventilacije sluznim zacepljenjem i

pluénim ostecenjem uslijed rekurentnih pluc¢nih infekcija (31).

Rekurentna TEF u nasem istrazivanju bila je prisutna samo u jednom slucaju (9%), Sto se
podudara s ostalim istrazivanjima, gdje ona iznosi od 3 do 10% (32). Njezina pojava obic¢no je
posljedica ,,curenja“ na mjestu anastomoze, ali i LGEA. Traheomalacija je relativno uobicajen
nalaz nakon operacije AE i obi¢no je samoogranicavajuca, pa ostvaruje rezoluciju kroz
nekoliko mjeseci po operativnom zahvatu (33). Znacajan faktor rizika za nastajanje
dehiscijencije anastomoze je tenzija iste, ali prema istraZivanju Guptae i sur., rizik se
smanjuje postavljanjem dijela pleure preko anastomoze (34). Sepsa, zajedno s pluénim
komplikacijama, predstavlja velik rizik za lo$ ishod bolesnika. U nasem istraZivanju takve
udruzene komplikacije javile su se u 27% nasih bolesnika. Striktura anastomoze se prema
provedenim studijama javlja u 18 do, ¢ak, 60% slucajeva, a u nasem istrazivanju imali smo

dva slucaja postoperativnih striktura (18%)(31).

Mehanicka ventilacija pacijenata odrzavana je nesto duZe od preporucenog odrzavanja, koje
iznosi u literaturi od pet do sedam dana (1). Hranjenje putem NGS preporuceno je zapoceti
drugog ili trec¢eg postoperativnog dana, medutim kod nasih bolesnika je zapoceto je oko
Sestog dana (2). Tesko postoperativno odvajanje od parenteralne prehrane, koje je jednako

ili duZze od 30 dana, smatra se vrlo loSim prognostickim faktorom za prezivljenje (35).
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U periodu kada primijetimo da novorodence guta slinu, potrebno je uvesti prehranu na usta.

U nasem istraZivanju je to bilo oko 12. postoperativnog dana.

Duljina boravka u bolnici veéa od 30 dana, pokazala se ¢vrsto povezanom s loSim ishodom
tijekom i nakon djetetove prve godine Zivota (35). Svi nasi bolesnici boravili su u klinici duze
od 30 dana, a preZivljenje je bilo 100%. To se moZe povezati s malim brojem bolesnika, a

time i ve¢im oprezom medicinskog osoblja kod otpustanja dojenéadi s ovom dijagnozom.

Ogranic¢enje ovog istrazivanja svakako je izrazito mali broj bolesnika. Unatoc¢ tome,
smatramo da je potrebna analiza podataka iz naseg centra, koji se odnose na preoperativni i
postoperativni tijek bolesti ove novorodencadi. Svakako bi bilo vrijedno ukljuditi sve centre u
Republici Hrvatskoj u kojima se lijee ovi bolesnici u vece istrazivanje, ¢ime bi se dobio
vrijedan epidemioloski podatak o tijeku bolesti, morbiditetu i preZivljenju. Time bi se
rezultati iz najboljeg centra mogli koristiti u svrhu sto boljeg lije¢enja bolesnika i smanjenja

postoperativnih komplikacija.
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6. Zakljucak

Za zbrinjavanje djece rodene s atrezijom jednjaka kljucan je multidisciplinarni pristup.
Dijagnostika i lije¢enje atrezije jednjaka napreduju svakim danom, medutim postoji jos

mnogo prostora za napredak, koji je potrebno popuniti.

Postoperativni tijek moze biti kompliciran otezanim hranjenjem, najces¢e uzrokovanim
poremecajem motiliteta jednjaka. lzazovi u postoperativnom hranjenju djece s atrezijom
jednjaka kriju se u postupnom povecavanju volumena obroka s ciljem uravnoteZenog

razvitka motoricke funkcije jednjaka i sprje¢avanja gastroezofagealnog refluksa.

Adekvatna parenteralna i enteralna prehrana dojenceta, napredovanje na tjelesnoj masi te

sprjeavanje razvoja striktura jednjaka vazan su dio postoperativnog zbrinjavanja.
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7. Sazetak

Uvod: Atrezija jednjaka kongenitalna je malformacija uzrokovana neadekvatnim razvojem
jednjaka i njegovim neodvajanjem od dusnika. Njena etiologija ni danas nije sasvim poznata.
Prevalencija varira izmedu 1:2500 i 1:4500 Zivorodene djece. Najc¢eséi oblik je Gross C/Vogt
3B. Ova malformacija zahtijeva hitno operativno lijecenje. U postoperativnom tijeku moguce

su brojne komplikacije vezane uz respiratorni i gastrointestinalni sustav.

Cilj: Cilj je prikazati demografske, epidemioloske i klinicke znacajke pacijenata s dijagnozom
atrezije jednjaka te njihovo preoperativno i postoperativno pracenje te se osvrnuti na

svjetska relevantna istrazivanja.

Materijali i metode: Retrospektivno istrazivanje provedeno na Zavodu za intenzivno i
postintenzivno lije¢enje djece Klinike za pedijatriju Klinickog bolnickog centra Rijeka.
Prikupljeni su epidemioloski, demografski i klinicki podaci jedanaestero pacijenata lijecenih
od atrezije jednjaka u razdoblju od sije¢nja 2012. do travnja 2019 te racunski obradeni uz

pomo¢ Microsoft Excel 365 programa.

Rezultati: Od jedanaestero pacijenata osam je bilo muskog spola (73%), a tri Zenskog spola
(27%); prosjecna porodajna masa djeteta bila je 3110 g (+/- 772.25); dijagnosticirana je
atrezija tipa Gross C/Vogt 3B u desetero novorodencadi (91%), a Gross A/Vogt 2 u jednog
novorodenceta (9%); u postoperativnom periodu dvoje (18%) pacijenta nije imao nikakve
komplikacije, a desetero djece (82%) imalo je jednu ili viSe ranih postoperativnih
komplikacija; prosjecan pocetak hranjenja na nazogastricnu sondu bio je Sestog
postoperativnog dana (+/- 5.48), a na usta dvanaestog (+/- 5.85) postoperativnhog dana.

PreZivjelo je svih jedanaest bolesnika.
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Zakljucak: Adekvatna parenteralna i enteralna prehrana dojenceta, napredovanje na
tjelesnoj masi te sprjecavanje razvoja striktura jednjaka vazan su dio postoperativnog

zbrinjavanja.

Kljucne rijeci: Atrezija jednjaka; Prezivljenje; Traheoezofagealna fistula
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8. Summary

Introduction: Esophageal atresia is a congenital malformation caused by the inadequate
development of the esophagus. It is coming with or without a persistent communication
with the trachea. Etiology is still unknown. Prevalence ranges between 1: 2500 and 1: 4500
live-born children. The most common type is Gross C/Vogt 3B. This malformation requires
urgent surgical treatment. There are numerous complications associated with the

respiratory and gastrointestinal system in the postoperative course.

Aim: The aim is to assess the demographic, epidemiological and clinical features of patients
with diagnosis of esophageal atresia and their preoperative and postoperative follow up,

and to refer to other relevant research.

Materials and methods: A retrospective study was conducted at the Institute for Intensive
and Post Intensive Treatment of Children at the Pediatric Clinic of Rijeka Clinical Hospital
Center. Epidemiological, demographic and clinical data of eleven patients treated from the
esophageal atresia were collected from January 2012 to April 2019, and evaluated using the

Microsoft Excel 365 program.

Results: An eight out of eleven patients were males (73%) and three of them were females
(27%); the average birth weight was 3110 g (+/- 772.25); Gross C/Vogt 3B type was present
in ten newborns (91%), while Gross A/Vogt 2 type was present in one newborn (9%); in the
postoperative period, two patients (18%) had no complications, and ten of them (82%) had
one or more postoperative complications; the average start of nasogastric tube feeding was
the sixth postoperative day (+/- 5.48) and the average start of peroral feeding was the

twelfth (+/- 5.85) postoperative day. All eleven patients survived.
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Conclusion: Adequate parenteral and enteral nutrition of infants, advancement in body
mass and prevention of esophageal stricture development are an important part of

postoperative care.

Keywords: Esophageal atresia; Surgery; Tracheoesophageal fistula
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10. Zivotopis
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