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Prenatal ultrasonographic diagnosis of congenital epulis
— two case reports and literature review
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Streszczenie
Przedstawiono prenatalng diagnostyke ultrasonograficzng dwoch rzadkich przypadkow guzdw twarzoczaszki
typu epulis, sposrod 13 792 pierwszorazowych badarn u ciezarnych kierowanych przez potoznikow do Zaktadu
Diagnostyki i Profilaktyki Wad Wrodzonych ICZMP w latach 1994-2009 (czestos¢ wystepowania anomalii
w osrodku referencyjnym dla wad ptodu ok. 1:7000).
Omowiono diagnostyke USG, zasady badania droznosci jamy ustnej ptodu pod katem kwalifikacji do procedury
EXIT oraz diagnostyke réznicowa.
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Abstract
The following work presents prenatal ultrasonographic examination of two rare fetal cases of epulis, among 13
792 fetuses referred to our unit due to suspected fetal anomalies by obstetricians (estimated prevalence 1/7000
among fetuses with different anomalies). Sonographic differential diagnosis, value of fetal nasal amniotic fluid flow
assessment by color Doppler and the probability of EXIT procedure have been described.
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W prenatalnym badaniu ultrasonograficznym mozna wykry¢
i rozpozna¢ u ptodu migdzy innymi rézne guzy zlokalizowane
w obrebie twarzoczaszki. Sa to sporadyczne przypadki, dotad nie
opisywane w polskim piSmiennictwie.

W Zakladzie Diagnostyki i Profilaktyki Wad Wrodzonych
ICZMP (ZDiPWW) w Lodzi w latach od 1994 do 2009 wykona-
no 13792 pierwszorazowych badan USG u cigzarnych i u dwoch
ptodow zdiagnozowano obecno$¢ guza w obrgbie jamy ustne;.

Przypadek 1

W 2001 roku do ZDiPWW skierowano cigzarng w 37 ty-
godniu ciazy, (C3P1) w ciazy wysokiego ryzyka, po wcze$niej-
szych dwoch epizodach poronienia. Poprzednie badania w aktu-
alnej ciazy (6, 14, 25, 36 hbd) opisano jako prawidlowe, w 37
tygodniu uwidoczniono guz w obrebie twarzy.

W badaniu USG w ZDiPWW u ptodu plci zenskiej uwi-
doczniono wychodzacy z jamy ustnej owalny guz o wymiarach
2x3cm o jednolitej echogenicznosci z widocznymi pojedynczymi
naczyniami odzywczymi. (Fot. 11 2).

Dziewczynka urodzona 3 dni pdzniej przez cesarskie cigcie,
poprzedzone przygotowaniem do procedury EXIT (Ex Utero In-
trapartum Treatment), o masie ciata 4200g, Apgar 7 punktow.

W trakcie porodu na sali porodowej obecni byli: potoznik,
anestezjolog (dla cigzarnej), neonatolog, laryngolog, chirurg, an-
estezjolog (dla noworodka). Noworodek po wydobyciu z jamy
macicy byl w dobrym stanie ogdlnym, nie wymagatl intubacji,
pepowina zostata odcigta bez opdznienia. Guz zostat usunigty na
sali porodowej przez laryngologa, bezposrednio po porodzie.

W badaniu histopatologicznym potwierdzono rozpoznanie
— Epulis. Dziewczynka 7 dni po porodzie zostata wypisana do
domu w stanie ogdélnym dobrym, karmiona naturalnie.

Przypadek 2

W 2009 roku do ZDiPWW skierowana cigzarna w 34 tygo-
dniu ciazy (C1P1), w ciazy niskiego ryzyka z powodu obecnosci
torbieli w obrebie jamy ustne;j.

We wczesniejszych badaniach w 17, 20, 23 hbd nie uwidocz-
niono nieprawidlowosci z zakresu twarzoczaszki. W 32 tygodniu
uwidoczniono torbielowaty twor w obrgbie jamy ustnej. W ba-
daniu USG w 34 tygodniu w ZDiPWW u plodu pici zenskiej
uwidoczniono okraglego ksztattu guz wychodzacy z jamy ust-
nej o $rednicy 2cm, z pojedynczym naczyniem, oraz dodatkowy
owalny guz o $rednicy do 13mm w obrgbie jamy ustnej po stronie
lewej na tuku zgbowym szczeki gornej. (Fot 3, 4, 5).

Dodatkowo podjgto probg sonograficznej oceny drozno-
$ci jamy nosowej i jamy ustnej za pomoca badania Dopplerem
przeplywow plynu owodniowego (tg technikg badania stosujemy
w naszym osrodku od roku 2008). W trakcie badania zarejestro-
wano prawidlowe przeptywy plynu owodniowego przez jamg
nosowa w obu kierunkach za pomoca techniki kolorowego Dop-
plera jak i Dopplera spektralnego. (Fot. 6, 7).

Podobne obrazy zarejestrowano w trakcie kontrolnego ba-
dania 2 tygodnie p6zniej, pomimo uwidocznienia niewielkiego
przyrostu $rednicy guza do 3cm. Dziewczynka urodzona zosta-
ta nastgpnego dnia przez cesarskie cigcie bez procedury EXIT,
o masie ciata 3100g i Apgar 9 punktow. (Fot. 8, 9).

W trakcie porodu na sali porodowej obecni byli: potoznik,
anestezjolog (dla cigzarnej), neonatolog, laryngolog, anestezjo-
log (dla noworodka). Guz zostat usunigty na sali porodowej przez
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laryngologa bezposrednio po porodzie. W badaniu histopatolo-
gicznym potwierdzono rozpoznanie — Epulis.
Omoéwienie

Guzy w obrgbie jamy ustnej to bardzo rzadkie zmiany obser-
wowane w okresie prenatalnym. W naszym materiale dotycza-
cym ciaz wysokiego ryzyka i ptodow z podejrzeniem anomalii
kierowanych z terenu catej Polski czgsto$¢ wystgpowania ano-
malii wynosi okoto 1:7000 ptodéw. Do zmian, ktére mozna uwi-
doczni¢ w prenatalnym badaniu ultrasonograficznym w okolicy
jamy ustnej ptodu naleza: epulis, epignatus, oraz cephalocele.

W niniejszym omowieniu przedstawiamy dwa aspekty gu-
z6w jamy ustnej plodu: diagnostyke réznicowa oraz mozliwos¢
oceny droznoéci jamy ustnej plodu przed podjgciem decyzji
o sposobie porodu (klasyczne cigcie cesarskie czy cigecie cesar-
skie z wydobyciem noworodka i zabiegiem chirurgicznym przed
odcigciem pgpowiny — tzw. Procedur¢ EXIT).

W przypadku stwierdzenia u ptodu guza jamy ustnej w diag-
nostyce roznicowej nalezy bra¢ pod uwagg: epulis, epignatus
(teratoma) lub cephalocele. (Tabela I).

Epulis czyli inaczej guz Neumana (wrodzony ziarniniak
dzigstowy) jest guzem lagodnym, jak dotad opisano okoto 200
przypadkow rozpoznanych pourodzeniowo i kilka przypadkow
rozpoznania prenatalnego [1, 2, 3, 4]. Guz ten rozwija si¢ z btony
sluzowej dziasta najczgsciej ze szczgki. Rozmiar guza w najwigk-
szym wymiarze osiaga kilka centymetrow. Do rzadkich powiktan
nalezy wielowodzie, bgdace nastgpstwem zaburzen polykania
u ptodu. Guz ten wystgpuje 8 razy czgSciej u ptodow plci zen-
skiej [3]. W naszym materiale 2 razy wystapit on u dziewczynek.
Ze wzgledu na powolny lub pézny wzrost, guz ten najczesciej
jest rozpoznawany w trzecim trymestrze cigzy. Jest to guz o okra-
glym ksztalcie, o jednorodnej budowie, skapo unaczyniony. Taki
prosty typ guza wystapil w pierwszym z naszych przypadkow,
w drugim byt natomiast niejednorodny: okragly, ale z dodatkowa
zmiang owalna. (Fot 3).

Guz ten ro$nie powoli i jest najczgsciej rozpoznawany w 111
trymestrze ciazy [2, 5, 6]. Dawniej guz ten byl rozpoznawany
po porodzie. Pourodzeniowo zwykle nie obserwowano dalszego
wzrostu guza, byly tez opisywane przypadki samoistnej regresji
[3, 7, 8, 9]. Opisano jednak konieczno$¢ wykonania procedury
EXIT po prenatalnej diagnozie epulis [10]. Do najczestszych opi-
sywanych powiktan, ktore moga wystapi¢ w okresie prenatalnym
nalezy wielowodzie na skutek zaburzen potykania u ptodu. Po-
wiklanie to ze wzgledu na powolny wzrost, niewielkie rozmiary
i pdzne pojawienie si¢ guza opisywano stosunkowo rzadko [1,
11, 12, 13, 14, 15].

Epignatus, czyli potworniak ustno-gardtowy (oropharyngeal
teratoma), wystepuje z czestotliwoscia od 1:35000 do 1:200000
zywo urodzonych noworodkéw, z czgstszym wystgpowaniem
u plodow plci zenskiej 3:1 [16, 17, 18, 19, 20]. Czgsto$¢ wyste-
powania potworniaka w okolicy gtowy i szyi opisywana jest na
6-10% wszystkich potworniakow [17, 21]. Guz ten wywodzi sig
ze wszystkich listkow zarodkowych, jego punktem wyjscia jest
podstawa czaszki, a najczegSciej wychodzi z podniebienia twarde-
go lub zuchwy. Guz ten wystepuje 3 razy czgsciej u ptodow plcei
zenskiej niz meskiej [19]. Rozpoznanie tego guza wiaze sig ze
ztym rokowaniem ze wzgledu na wczesny rozwoj guza i szybki
wzrost powodujacy niewydolnos¢ krazenia ptodu. Zgony nastg-
puja zwykle u ptodu lub u noworodka.
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Rycina 1. Obraz 2D guza wychodzacego z jamy ustnej w osi strzatkowej. Rycina 4. Obraz 3D guza wychodzacego z jamy ustnej — badanie z 34
(Przypadek nr 1). tygodnia cigzy. (Przypadek nr 2).

Rycina 2. Obraz 2D guza wychodzgcego z jamy ustnej w przekroju Rycina 5. Obraz 2D guza wychodzacego z jamy ustnej w przekroju wiencowym
wiencowym. (Przypadek nr 1). przez wyrostek zebodotowy szczeki z unaczynieniem od tetnicy szczekowe;j
z wykorzystaniem techniki HD FLOW - 34 tydzien cigzy. (Przypadek nr 2).

Rycina 3. Obraz 2D guza wychodzacego z jamy ustnej w przekroju Rycina 6. Przeptyw ptynu owodniowego przez jame¢ nosowg z uzyciem
poprzecznym przez wyrostek zebodotowy szczeki, po stronie prawej techniki Dopplera ,wydech” - badanie z 34 tygodnia cigzy).

widoczny drugi owalny guz - badanie z 34 tygodnia cigzy. (Przypadek nr 2).
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Guz ten ma najczeéciej réznorodna budowe: lita, torbielo-
watg lub mieszang. W pi§miennictwie najwcze$niej rozpoznany
epignatus byt w 16 tygodniu ciazy [19]. Wigkszos¢ jednak po-
tworniakow ustno-gardtowych rozpoznawano w III trymestrze
ciazy [16]. Do najczgstszych powiktan w przebiegu potworniaka
nalezy wielowodzie, ktore jest spowodowane utrudnieniem po-
lykania ptynu owodniowego przez plod, to z kolei po urodzeniu
moze powodowac utrudnienie w oddychaniu i potykaniu [17, 19,
20, 22, 23, 24, 25].

Kolejnym powiklaniem obserwowanym w zyciu ptodowym
jest niewydolno$¢ krazenia zwiazana z wielkoscia guza, jego bu-
dowa oraz unaczynieniem. Do rzadkich powiktan epignatus nale-
zy tez wewnatrzczaszkowy wzrost guza. W przypadku wczes$nie
rozpoznanych duzych lub szybko rosnacych, dobrze unaczynio-
nych guzoéw rokowanie, co do przezycia jest bardzo powazne.

Cephalocele (przepuklina mézgowa) jest to nieprawidtowosé
zwiazana z zaburzeniem rozwoju cewy nerwowej. Ze wzgledu na
blisko$¢ cewy nerwowej z jama ustna istnieje mozliwo$¢ powsta-
nia przepukliny wypetniajacej i wychodzacej z jamy ustnej. Jak
do tej pory opisano jeden przypadek rozpoznania prenatalnego.
Wyglad, wielkos$¢ i ksztalt przepukliny zalezne sa od zawartosci
worka przepuklinowego. Do powiktan tej nieprawidtowosci na-
lezy wielowodzie na skutek zablokowania przeptywu w obrgbie
jamy ustnej i nosowej [26].

Do innych guzéw mogacych wystapi¢ w okolicy twarzo-
czaszki nalezy guz Kassabach-Merrita lub innego typu naczynia-
ki, ale poniewaz maja one inng charakterystyke sonograficzng (sa
zwykle migkkie, o nieregularnych ksztattach, dobrze unaczynio-
ne) nie brano ich pod uwagg w diagnostyce r6znicowej omawia-
nych wyzej przypadkow [27].

W materiale Zaktadu Diagnostyki i Profilaktyki Wad Wro-
dzonych oba przedstawione przypadki guzéw wychodzacych
z jamy ustnej byty guzami Neumana.

W pierwszym przypadku ze wzgledu na pierwszorazowe
wykrycie guza oraz brak mozliwo$ci na d6wczesnym etapie po-
twierdzenia zachowania droznosci przewodu pokarmowego, nie
byto wiadomo czy noworodek po urodzeniu bedzie wydolny od-
dechowo. Z tego tez powodu zesp6t perinatologiczny pod prze-
wodnictwem potoznika zaplanowat pordd droga cigcia cesarskie-
go z zastosowaniem techniki EXIT. Po wydobyciu noworodka
i potwierdzeniu zachowania droznosci jamy ustnej i wydolnosci
oddechowej, zakonczono cigcie cesarskie w sposob klasyczny
i dokonano zabiegu usunigcia guza bez zbgdnego pospiechu.

Technika EXIT zostala po raz pierwszy wprowadzona
i opublikowana w 1997r. przez zespot z Children’s Hospital
of Philadelphia [28]. Do tej pory opisano wielokrotnie
wykonywanie tej procedury w wyniku diagnostyki prenatalnej
zardwno w przypadku duzych mas twarzoczaszki i/lub szyi ptodu
(teratoma, cystic hygroma), ale takze w przypadku epulis [10,
29, 30].

W trakcie prenatalnego badania ultrasonograficznego
u prezentowanych ptodéw uwidoczniono swobodny przeptyw
pltynu owodniowego przez jame nosowa ptodu w obu kierunkach
(wykorzystano technikg HD-FLOW). Technike tg stosujemy
w naszym osrodku rutynowo od 2008r, dlatego nie byla ona
zastosowana w przypadku nr 1.

W drugim przypadku pordd odbyt sig droga planowego kla-
sycznego cigcia cesarskiego bez techniki EXIT. W trakcie pre-
natalnego badania ultrasonograficznego potwierdzono swobodny
przeptyw ptynu owodniowego przez jame nosowa ptodu w obu
kierunkach (wykorzystano technik¢ HD-FLOW), oraz prawidto-
we potykanie.

Kolejnym objawem, ktory sugerowat zachowanie drozno$ci
w obrebie gardta byta prawidtowa objgtos¢ ptynu owodniowego
w kolejnych dwoch badaniach, w 34 i 36 tygodniu cigzy, ale brak
monitorowania AFI w dluzszym czasie powodowal, iz opieranie
sig tylko na wskazniku AFI w ciagu 2 tygodni okresu obserwacji
mogtloby by¢ zbyt ryzykowne.

Tabela I. Sonograficzne cechy guzéw jamy ustnej.

Epulis

Epignatus Cephalocele

Guz Neumana, wrodzony

Synonimy ziarniniak dzigstowy

Potworniak ustno-gardtowy

Przepuklina mézgowa

Pochodzenie guza Gorna szczeka

Linia posrodkowa ciata, podstawa
czaszki, podniebienie twarde,
zuchwa

Przepuklina mézgowa
z podstawy czaszki

Wielkos¢ guza Do kilku centymetrow

Rézna wielkos¢, do duzych
rozmiaréow

Roézna wielkosé

Ksztalt guza Okragty, owalny,

Niejednorodny

Okragty, owalny

o gtadkich zarysach
Echogenicznos¢ guza Jednorodna Niejednorodna Zalezna od zawartos$ci
Zajecie czaszki Nie Mozliwe Tak

Czas rozpoznania
prenatalnego

W Il trymestrze cigzy

Od | trymestru cigzy

Od | trymestru cigzy

Kobieta: Mezczyzna

8:1

3:1

Unaczynienie guza

Skape unaczynienie

Bogate unaczynienie

Zalezne od zawartos$ci

Wspétistniejace
wielowodzie

Rzadko

Czesto

Mozliwe

Wspétistniejaca
niewydolnosé¢ krazenia

Nie wystepuje

Zalezne od wielkosci guza

Nie wystepuje
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Rycina 7. Przeptyw ptynu owodniowego przez jame nosowa z uzyciem techniki Dopplera. Po stronie lewej ,wdech”, po stronie prawej ,wydech”

- badanie z 36 tygodnia ciazy.

Rycina 8. Obraz guza po porodzie, zdjecie z sali porodowej (dzigki
uprzejmosci Prof. A. Makowskiego).

Rycina 9. Zdjecie noworodka na oddziale neonatologicznym 7 dni po
zabiegu usuniecia guza (zdjecie dzieki uprzejmosci rodzicow).

Sprawdzanie drozno$ci jamy ustnej i jamy nosowej ptodu
jest opisywane w pismiennictwie od dawna, gtdéwnie u ptodow
zdrowych, ale nie opisano dotychczas wykorzystania tej techniki
w przypadku obecnosci guza jamy ustnej. Wydaje sig, ze przypo-
mnienie tej techniki moze by¢ istotne w praktyce ultrasonogra-
ficznej wielu osrodkow [31].

Jednym z pierwszych badaczy, ktorzy zwrocili uwagg na
mozliwos¢ oceny przeptywu plynu owodniowego w jamie noso-
wej u ptodu byt Kalache [32]. Ponad 20 lat temu opisat on zasadg
oceny ruchu ptynu owodniowego w drogach oddechowych ptodu
na podstawie obserwacji 10 zdrowych ,,pacjentoéw” migdzy 28
a 38 tygodniem cigzy. Obserwacje te zostaly potwierdzone przez
Cosmiego i wsp. Przeptyw plynu owodniowego w obrgbie jamy
ustnej plodu mozna zarejestrowac poczawszy od Il potowy cia-
7y, co jest zwiazane z pojawianiem si¢ ruchéw ,,oddechowych”
ptodu, w tym gldwnie przepony. Ruchy te nasilaja si¢ poczawszy
do 21 tyg. ciazy [31].

© Polskie Towarzystwo Ginekologiczne

Wedtug Suzuki poczawszy od 28 tygodnia u zdrowych pto-
dow pojawiaja sig¢ regularne “ruchy oddechowe” [33]. Stwier-
dzono pozytywna korelacj¢ pomigdzy przeptywem ptynu owo-
dniowego w jamie nosowej (predkos¢ maksymalna) a wiekiem
ciazowym oraz poprzecznym wymiarem phuca. Wnioskowano,
zatem ze zmiany w obrgbie predkosci maksymalnej przepty-
wu krwi w jamie nosowej sg odzwierciedleniem strukturalnego
i czynnosciowego rozwoju ptuc ptodu.

W obydwu prezentowanych przez nas przypadkach badanie
echokardiograficzne potwierdzato pelna wydolnos¢ uktadu kra-
zenia oraz dojrzato$¢ ptuc ptodu na podstawie rutynowo stoso-
wanej w naszym osrodku oceny sptywu zyt ptucnych do lewego
przedsionka oraz czynno$ciowej oceny ptuca prawego oraz lewe-
go u ptodu. W dotychczasowym pismiennictwie nie podnoszono
mozliwosci oceny goérnego odcinka droég oddechowych ptodu
w przypadku patologii mogacej stanowié¢ przeszkode w intubacji
noworodka po porodzie.
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Dobra diagnostyka ultrasonograficzna z wykorzystaniem
techniki Dopplera umozliwita w naszym osrodku poprzestanie
na sonograficznej diagnostyce obrazowej ze wzgledu na obrazy
stosunkowo proste do interpretacji. Prawdopodobnie w innych
przypadkach nietypowych nalezatoby bra¢ pod uwage dodatko-
we badanie ptodu za pomoca stosunkowo drogiej techniki MRI
[2, 5]. Przeciwwskazaniem do jej wykonania moze by¢ klaustro-
fobia cigzarnej lub jej dyskomfort zwigzany z hatasem.

Powyzszy problem jest kolejnym z problemow, ktore byty
w szerszym aspekcie analizowane w Zakladzie Diagnostyki
i Profilaktyki Wad Wrodzonych ICZMP. Poprzednio dotyczyto
to przepukliny pgpowinowej i wad uktadu moczowego [34, 35,
36].

Wykorzystanie wspotczesnych technik ultrasonograficznych
w trakcie badan ultrasonograficznych u cigzarnych z rozpozna-
nymi wadami w obrgbie jamy ustnej pozwala z duzym prawdo-
podobienstwem nie tylko na potwierdzenie diagnozy w osrodku
referencyjnym, ale umozliwia takze przewidzenie stanu noworod-
ka po porodzie, oraz wczesniejsze skompletowanie niezbgdnego
zespotu lekarzy dla konkretnego pacjenta: ptodu i noworodka.
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