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STRESZCZENIE:

Cel: Zabka nurkujaca jest wynaczynieniem $luzowym ze élinianki podjezykowej rozciagajacym sie do przestrzeni
podzuchwowej. Wiekszo$¢ pacjentdéw stanowig osoby w drugiej i trzeciej dekadzie zycia, rzadko spotyka sie jg u
dzieci.

Metodyka: Opisano trzy przypadki zabki drgzacej u dzieci, z ktérych jeden stanowita zmiana u noworodka. Przed-
stawiono réwniez przeglad pisSmiennictwa ze szczegdlnym uwzglednieniem diagnostyki réznicowej i metod
leczenia.

Wyniki: Zabki manifestowaty sie, jako wolno rosnace, miekkie masy zlokalizowane w przestrzeni podzuchwowej. U
dwdch pacjentéw byty rowniez widoczne wewnatrz jamy ustnej. Rozpoznanie ustalono w oparciu o objawy kliniczne
i wynik badania tomografii komputerowej. We wszystkich przypadkach badanie histopatologiczne potwierdzito roz-
poznanie pseudo torbieli.

Whiosek: Zabka nurkujaca moze by¢ nieprawidtowo rozpoznana, szczegélnie u matych dzieci i w przypadkach, w
ktérych objawy obejmuja tylko obrzek okolicy podzuchwowej.

SEOWA KLUCZOWE: Zabka nurkujgca, dzieci, diagnostyka réznicowa, metody leczenia

ABSTRACT:

KEYWORDS:

Objective: Plunging ranula represents mucous extravasation from the sublingual salivary gland extending to the sub-
mandibularspace.Althoughthemajorityofpatientspresentinthesecondorthirddecadeoflife,itrarelyoccursinchildren.
Methods: Three cases of plunging ranula in children, including one in a neonate, are described. The review of the rel-
evant literature is also presented with a special notice to the differential diagnosis and treatment options.

Results: Ranulas presented as a slow-growing, soft mass located in the submandibular area. Two patients had also
oral presentation. The diagnosis was established basing on clinical signs and computed tomography findings. All cas-
es were treated surgically using various methods. In all cases the histopathological examination confirmed the diag-
nosis of pseudocyst.

Conclusion: Plunging ranula may be misdiagnosed especially in young children and in cases presenting only the
symptoms of submandibular swelling.

plunging ranula, children, differential diagnosis, treatment options

WPROWADZENIE zmiana okreslona, jako ,,plunging ranula” (pol. zabka nurkujaca).

W tym przypadku pseudo torbiel ulega wklinowaniu przez miesieni

Zabka jest pseudo torbiela o cienkiej $cianie, spowodowana wy-  zuchwowo-gnykowy lub za nim do przestrzeni podzuchwowej.
naczynienieniem zawartosci élinianki podjezykowej, zlokalizowa- ~ Objawy niekiedy ograniczaja sie do obrzeku okolicy podzuchwo-
ng w obrebie dna jamy ustnej. Szczeg6lnym rodzajem zabkijest ~ wej, a w takich przypadkach diagnostyka moze by¢ utrudniona.
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Sposréd 70 pacjentéw z chorobami duzych gruczotéw slino-
wych leczonych w Klinice Otolaryngologii Dzieciecej Uni-
wersytetu Medycznego w Bialymstoku w latach 1996-2012,
12 mialo torbiel gruczolu podjezykowego (zabke), a 3 zabke
nurkujaca. Przedstawiamy rézne objawy tego rodzaju zmian
i analizujemy proces diagnostyki i leczenia.

OPISY PRZYPADKOW

Przypadek .

Dziesigcioletni chlopiec zostal przyjety z masa w okolicy pod-
zuchwowej po stronie prawej oraz z uwypukleniem dna jamy
ustnej po tej samej stronie. Zmiana pojawita sie ok. 4 miesiace
wczesniej, bez szczegblnej przyczyny, objawéw dyskomfortu
lub zapalenia i ulegla stopniowemu powiekszeniu. Badanie
kliniczne wykazato obecno$¢ cienko$ciennej, przezroczystej
torbieli o rozmiarach 1,5 x 3 cm w prawej okolicy podjezyko-
wej oraz miekka, bezbolesny mase wypelniajaca przestrzen
podzuchwowa po stronie prawej (ryc. 1 ailb).

W badaniu tomografii komputerowej (TK) stwierdzono hipo-
densyjny obszar w okolicy podzuchwowej po stronie prawej
o rozmiarze 49 x 34 x 32 mm, otaczajacy dolna cze$¢ trzonu
i kata zuchwy oraz przesuwajaca przesuwajacy prawa $linianke
podzuchwowg. Widoczny guz byl potaczony cienkim przewo-
dem z obszarem o podobnej gesto$ci o rozmiarze 3,5 x 3,1 x
1,2 cm w obrebie dna jamy ustnej (ryc. 1 ci1d).

Torbiel usunieto z dojscia szyjno-podzuchwowego wraz z pra-
wa $linianka podzuchwowa. Torbiel przechodzi przechodzita
do jamy ustnej w poblizu przewodu Whartona. Czes¢ torbieli
zlokalizowana podjezykowo oraz prawa slinianka podjezyko-
wa zostaly usuniete z dostepu wewnatrz ustnego.

Przypadek 2.

U siedmiomiesiecznego niemowlecia zaobserwowano torbiel
w obrebie dna jamy ustnej po stronie lewej. Torbiel byta obecna
od urodzenia i ulegala stopniowemu powiekszeniu, powodu-
jac problemy z karmieniem. Ponadto zaobserwowano powol-
nie powiekszajace si¢ od 4. m.z. miekki uwypuklenie w okolicy
podzuchwowej po stronie lewej. W badaniu klinicznym stwier-
dzono obecnos$¢ bezbolesnego, migkkiego guza o rozmiarach
2,5-3,0 cm w przestrzeni podzuchwowej po stronie lewej oraz
przezroczysta torbiel o rozmiarach 4,0 x 2,0 cm unoszaca jezyk
w obrebie dna jamy ustnej po tej samej stronie.

W badaniu TK stwierdzono hipodensyjne obszary w bezpo-
$rednim sasiedztwie §linianki podzuchwowej, dochodzace do
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Ryc1. Przypadek1 (a) obrzek okolicy podzuchwowej po prawej stronie pokryty
niezmieniong skorg (b) cienkoscienna, niebieska, przezroczysta torbiel na
dnie jamy ustnej po stronie prawej (c) wynik badania TK, widok osiowy,
badanie z kontrastem, wykazuje homogenng niewzmacniajaca sie
mase o niskiej intensywnosci i gtadkich brzegach, otaczajacg kat zuchwy
i penetrujaca w kierunku przednim do przestrzeni podjezykowej, przez
co tworzy “objaw ogona” (d) widok w przekroju czotowym wykazuje
homogenna mase wypetniajaca przestrzen podjezykowa i podzuchwowg
i przemieszczajacg Slinianke podzuchwowa w kierunku bocznym.

wewnetrznej powierzchni podstawy zuchwy, przekraczaja-
ce linie posrodkowg. Gesto$¢ radiologiczna obszaru wyno-
sita 5075 jednostek Hounsfielda, ze wzmocnieniem $ciany.
Torbiel modelowata otaczajace naczynia krwionosne (ryc. 2).

Przeprowadzono resekcje $ciany torbieli w dnie jamy ustnej.
Poniewaz ta cze$¢ torbieli miata szerokie polaczenie z czescia
polozona w przestrzeni podzuchwowej ulegta opréznieniu.
Usuniecie $linianki podjezykowej odroczono ze wzgledu na
brak mozliwo$ci sondowania przewodu $linianki podzuchwo-
wej. Brzegi torbieli zostaly wszyte w §luzéwke.

Przypadek 3.

Pietnastoletnia dziewczynka zostata skierowana z powodu
uwypuklenia okolicy podzuchwowej po stronie lewej, ktére
zauwazono okoto 3 miesiecy wczeéniej. Zmiana stopniowo
sie powiekszata. W badaniu klinicznym stwierdzono miekki,
bezbolesny guz o rozmiarze 3,0 cm w okolicy podzuchwowej
po stronie lewej. Nie zaobserwowano zmian patologicznych
w obrebie jamy ustne;j.

Badanie TK ujawnilo dobrze odgraniczony hipodensyjny ob-
szar o rozmiarach 2,6 x 2,5 x 2,4 cm zawierajacy niehomogenny
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Ryc. 2. Przypadek 2. Obaz TK (a) obraz badania z kontrastem w przekroju osiowym
wykazuje homogenng mase o niskiej intensywnosci, gtadkich brzegach
i wzmacniajaym sie obrzezem, wypetniajacg przestrzen podjezykowa
i podzuchwowa po stronie prawej (b) przekréj czootwy wykazuje
homogenng mase wypetniajacg przestrzer podjezykowa i podzuchwowa
oraz przemieszczajacg Slinianke podzuchwowa w kierunku bocznym.

plyn, zlokalizowany w przestrzeni podzuchwowej po stronie
lewej. Torbiel zmieniata ksztalt prawej $linianki podzuchwo-
wej, ktora lezy w poblizu Zuchwy i lewego migénia zuchwowo-
-gnykowego (ryc. 3).

W trakcie zabiegu torbiel, zawierajaca gesta wydzieling $luzo-
wg, zostala usunieta z doj$cia szyjno-podzuchwowego w lewej
przestrzeni podzuchwowej. Torbiel byla polaczona ze §linian-
ka podjezykowa za tylnym brzegiem lewego mie$nia zuchwo-
wo-gnykowego. Slinianke podjezykowa usunieto z dojicia we-
wnatrzustnego.

We wszystkich opisywanych przypadkach badanie histopa-
tologiczne potwierdzilo rozpoznanie pseudotorbieli z nacie-
kiem limfocytarnym i granulocytarnym w jej $cianie (ryc. 4).

Przebieg po zabiegach byt niepowikfany. Nie zaobserwowa-
N0 WZNOWy.

OMOWIENIE

Zmiany typu zabki drazace nurkujacej j wystepuja rzadko u oséb
pochodzenia europejskiego, a znacznie czesciej w populacjach
maoryskich, polinezyjskich i azjatyckich [1, 2, 3]. Z tego wzgle-
du wiekszo$¢ obszerniejszych badan na ten temat pochodzi
z Nowej Zelandii, Chin i Korei [2, 3, 4, 5, 6].

Zmiany takie rozwijaja sie zwykle w drugiej i trzeciej deka-
dzie zycia i uwaza sig, ze wystepuja rzadko u dzieci [1]. Jed-
nak z duzego zestawienia takich przypadkéw wynika, ze 16%
z nich rozwinelo sie u dzieci ponizej 10. r.z. [4]. W wiekszej
opisanej grupie dzieci z tym zaburzeniem $redni wiek pacjen-
téw wynosit 12 lat, a najmtodszy chtopiec mial 3 lata [5]. Dwa
z czterech opisanych przez nas przypadkéw stanowia dzieci
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Ryc. 3. Przypadek 3, obraz TK (a) badanie z kontrastem, przekrdj osiowy wykazuje
owalng homogenng mase niewzmacniajace sie, o niskiej intensywnosci
i gtadkich brzegach, wypetniajaca przestrzen podzuchwowa z krétkim
rozszerzeniem do przestrzeni podjezykowej, efekt masy z przesunieciem
Slinianki podzuchwowej do tytu (b) rekonstrukcja w ptaszczyZznie
strzatkowej strony prawej od linii posrodkowej, wykazuje homogenna,
owalng mase o gtadkich brzegach pod dnem jamy ustnej w przestrzeni
podzuchwowej, przemieszczajgcg Slinianke podzuchwowg ku tytowi.

w najbardziej typowej grupie wiekowej, natomiast trzeci to nie-
mowle z zabka zaobserwowang od razu po urodzeniu, najpierw
jedynie w obrebie jamy ustnej. Jest to drugi przypadek zmiany
typu ,plunging ranula” u niemowlecia opisany dotychczas [7].

Zmiana ta rozwija sie, jako konsekwencja penetracji pseudo
torbieli do przestrzeni podzuchwowej pomiedzy tylnym brze-
giem mie$nia zuchwowo-gnykowego i gnykowo-jezykowego,
przez szczeling, ktéra pelni role wrét dla przewodu Wharto-
na. Takg sytuacje zaobserwowalismy we wszystkich opisanych
przez nas przypadkach. Zabka nurkujaca moze réwniez roz-
winac sie wskutek wklinowania sie czesci $linianki podjezyko-
wej w przestrzenie pomiedzy wiéknami miesnia zuchwowo-
-gnykowego. Harrison i wsp. [8] potwierdzili obecno$¢ takich
przestrzeni w mie$niu zuchwowo-gnykowym w 40% badanych
preparatdéw, a w 60% z nich zaobserwowano tkanke $linian-
ki podjezykowej. Wklinowane czesci slinianki podjezykowej
moga doprowadzi¢ do rozwoju zabki nurkujacej, bez zadnych
objawdw patologicznych w okolicy podjezykowej.. Zmiany te
byly ograniczone do przestrzeni podzuchwowej w 56-74%
pacjentéw z Nowej Zelandii i Chin [3, 4, 5, 9]. Wydaje sie, ze
taka sytuacja jest znacznie rzadsza w populacji pacjentéw rasy
kaukaskiej. Zabka ograniczona do przestrzeni podzuchwowej
zostala stwierdzona w jednym przypadku.

Tego typu zmiany zwykle objawiaja sie, jako bezbolesne, spre-
zyste masy w przestrzeni podzuchwowej, tak, wiec nalezy je
réznicowac z innymi zmianami torbielowatymi zlokalizowa-
nymi w tej okolicy: naczyniakiem chlonnym, malformacja
naczyniowy, torbiela skorzasta lub torbielg przewodu tarczo-
wo-jezykowego, jak réwniez ropniem. Rozpoznanie opiera sie
gtéwnie na badaniu klinicznym, diagnostyce obrazowej i biop-
sji cienkoiglowej aspiracyjnej. Ta ostatnia metoda jest czesto
stosowang procedura diagnostyczna w krajach, w ktérych po-
wszechnie wystepuje zabka nurkujaca[3, 4, 5, 10]. Uzyskanie
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w biopsji jasnozoéltego ptynu, pozytywnego w barwieniu na
mucyne potwierdza rozpoznanie [10].

Tomografia komputerowa, najczesciej stosowana technika ob-
razowania, wykazuje w przypadku zabki obecno$¢ homogen-
nej masy, z gtadkimi $cianami, bez przegréd wewnetrznych,
zlokalizowanej w przestrzeni podzuchwowej i przemieszczaja-
cg $linianke podzuchwowa. Tzw. ,,objaw ogona’, przedluzenie
torbieli do przestrzeni podjezykowej, uwaza sie za patognomo-
niczny dla zabki nurkujgcej. Nieobecno$¢ przegréd w obrebie
torbieli pozwala na odrdznienie jej od naczyniaka chfonnego.
Przewaga obrazowania metoda rezonansu magnetycznego
nad TK jest doskonata mozliwo$¢ réznicowania otaczajacych
miesni i innych tkanek miekkich oraz dokladnego okresle-
nia zasiegu zmiany [11].

Ultrasonografia, ze wzgledu na nieinwazyjno$¢ badania, jest
czesto stosowana, jako pierwsza metoda obrazowania. Nie-
ktérzy badacze uwazaja ja za wystarczajaca do potwierdzenia
rozpoznania oraz wystarczajaco dobra do okres$lenia obecno-
$ci wklinowania torbieli z przestrzeni podjezykowej do okoli-
cy podzuchwowej [12].

Istnieja r6zne metody leczenia tego typu zmian: marsupializa-
cja, usuniecie Slinianki podjezykowej, usuniecie pseudo torbieli
wraz z obiema §liniankami: podjezykowa i podzuchwowag oraz
skleroterapia. W naszych przypadkach réwniez zastosowalismy
rézne zabiegi chirurgiczne, w zaleznosci od rozmiaru torbie-
li oraz wieku pacjenta. Internetowa ankieta przeprowadzona
wirdd czlonkéw Amerykanskiego Towarzystwa Chirurgii Glo-
wy i Szyi wykazala, ze potowa z nich wybrataby dostep faczny
(szyjno-podzuchwowy oraz wewnatrz ustny), a 27% dojscie
wewnatrz ustne [13]. Preferowane metody leczenia takich
zmian obejmowaly: wyciecie $linianki podjezykowej i pseudo
torbieli w 39%, wyciecie zabki oraz slinianki podzuchwowej
i podjezykowej — w 23%, wyciecie jedynie zmiany — w 14% oraz
w 13% usuniecie $linianki podjezykowej i opréznienie zabki.
Wspolczesnie wewnatrz ustne wyciecie $linianki podjezyko-
wej i opréznienie zawarto$ci zmiany wydaje sie by¢ najbardziej

PISMIENNICTWO

Ryc. 4. Badanie histopatologiczne. (a) pacjent nr3: luzna Sciana wtdknista
pseudotorbieli z rozszeronymi naczyniami krwionosnymi (powiekszenie
100x). (b) pacjent nr1: pseudotorbiel, w obrebie Sciany wiéknistej znaczny
naciek zapalny granulocytarny i limfocytarny (strzatka) oraz matych
naczyn krwiono$nych (strzatka) (powiekszenie 200x).

skuteczna metoda zapobiegania wznowie [2, 3, 4, 5, 9, 10, 13,
14]. Takie podejscie jest réwniez wlasciwe dla zwyklych torbie-
li wewnatrz ustnych [15]. Jednakze w obserwacji po leczeniu
chirurgicznym przez okres dluzszy niz 2 lata, odsetek wznéw
wzrastal do 13%, nawet, gdy usunieto $linianke [2].

Prdby leczenia zabki nurkujacej z wykorzystaniem skleroterapii
z zastosowaniem OK-432 wydaja sie dobrym rozwigzaniem.
Catkowite lub prawie catkowite zmniejszenie zmian zaobser-
wowano u ok. 70% pacjentéw, a w pozostalej czesci czesciowe
ustapienie zmian. Zaobserwowany odsetek wznéw wynosit
ok. 20%. W wiekszosci przypadkéw konieczne byto wykona-
nie jednej lub dwdéch iniekgji [6]. Biorac pod uwage mniejsza
liczbe powiklan po zastosowaniu tej metody, moze ona stano-
wi¢ alternatywe leczenia chirurgicznego.

WNIOSEK

Zabka nurkujaca moze by¢ nieprawidlowo rozpoznana, szcze-
golnie w przypadkach, ktére manifestuja sie jedynie, jako obrzek
okolicy podzuchwowej. Doktadne zebranie wywiadu, badanie fi-
zykalne i badania obrazowe oraz wziecie pod uwage mozliwosci
tej rzadkiej choroby pozwalaja na jej prawidlowe rozpoznanie.
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