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I. Einleitung
I.1 Grundlagen

Obstruktionen der Atemwege werden bei Neugeborenen und Kleinkindern in der Re-
gel symptomatisch durch Atemgerdusche; am hiufigsten in Form eines exspiratorischen
oder inspiratorischen Stridors. Dabei stellen diese Atemgerdusche, welche je nach Loka-
lisation der Obstruktion in ihrer Art variieren, lediglich das Symptom einer Erkrankung
bzw. einer Verlegung der Atemwege dar. Die Ursachen sind mannigfaltig; neben Infek-
tionen treten sie als Komorbiditdten im Rahmen von Syndromen oder Fehlbildungen auf
(ArLEY 1953; BEnT 2006; KorrscHev und SrrTeL 2011).

Als Goldstandard zur Evaluierung einer Atemwegsstenose der oberen oder unteren Atem-
wege gilt die fiberoptische Laryngotracheobronchoskopie (FLTB). Sie kommt elektiv und
in Notfillen, in der Diagnostik zur gezielten Planung der Behandlung, zur Intervention
(Fremdkdrperentfernung, Laser, etc.) und in der Nachbeobachtung zum Einsatz (Busu 2003;
HovrinGeRr 1997).

Im Neugeborenen-, Siuglings- und Kindesalter miissen FL'I'B, die mit einem flexiblen oder
starren Bronchoskop durchgefiihrt werden, in der Regel in Narkose und im Rahmen eines sta-
tiondren Aufenthaltes durchgefiihrt werden. Bei grofleren Kindern kann diese Untersuchung
fast immer unter Lokalanésthesie und Sedierung erfolgen (HoLiNGER 1997).

Fiir die Darstellung der unteren Atemwege stehen andere, nichtinvasive bildgebende Ver-
fahren wie die virtuelle Bronchoskopie durch die CT oder das MRT zur Verfiigung, die
jedoch in ihrer Wertigkeit nicht evaluiert sind und einerseits — im Falle der CT — mit ei-
ner erheblichen Strahlenbelastung vergesellschaftet sind, andererseits aber — im Falle der
MRT - zusitzlich einer Sedierung/Anésthesie bediirfen (WeixLEr 2003).

L2 Die Differentialdiagnosen bei Stridor und diagnostische Ausbeute der FLTB

In einer Studie von Thalhammer et al. (1995) konnte bei allen mittels Bronchoskopie
untersuchten Patienten eine Diagnose gestellt werden. Die gestellten Diagnosen wurden
einzeln aufgefiihrt und in ihrer Haufigkeit (Tabelle 1) dargestellt. Bei 13 Patienten (25 %
der Fille) wurde mehr als eine Ursache fiir den Stridor gefunden. So fand sich z.B. ein

subglottisches Himangiom in Kombination mit einer Tracheomalazie.

Tabelle 1: Diagnosen bei Stridorpatienten (THALHAMMER et al. 1995).

Diagnose n

Laryngomalazie 23
Laryngomalazie und Tracheomalazie
subglottische Stenose
Trachealstenose

Larynxzyste

partielles Stimmbandsegel

_ = = N ] 0

subglottisches Himangiom und Tracheomalazie
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In einer weiteren Studie von Thalhammer et al. (2001) zu Diagnosen und Therapiebe-
darf der Patienten mit Stridor wurden n=20 (12 %) behandlungsbediirftige Befunde er-
hoben (Tabelle 2). Bei 124 fiberoptisch untersuchten Sduglingen im Alter von 4,5 bis
4,9 Monaten wurde bei 109 Kindern eine einzige Ursache fiir den Stridor gefunden. Fiir
64 dieser monokausal bedingten Stridorfille ,,zeichnete sich ein infantiler Larynx fiir
das Symptom verantwortlich® (THALHAMMER et al. 2001). In 15 Fillen (12 %) war der
Stridor multikausal bedingt. 30 Kinder wiesen assoziierte Fehlbildungen im Bereich der
unteren Luftwege auf. Am héufigsten lagen Kombinationen mit einer Bronchomalazie
oder Tracheomalazie vor.

Tabelle 2: Endoskopische Diagnosen bei persistierendem Stridor im S&uglingsalter:
diagnostische Ausbeute und therapeutische Konsequenz (THALHAMMER et al. 2001).

Diagnose nach Bronchoskopie Anzahl Therapeutische Konsequenz
infantiler Larynx 95

subglottische Stenose 11

subglottisches Himangiom 10 Ja
Ringknorpelstenose 3 Ja

Larynxzyste 3 Ja
subglottisches Segel 3 Ja

obere Tracheomalazie 1

Larynxpapillomatose 1 Ja

Epiglottis bifida 1

Diese Ergebnisse werden von den durch L.D. Holinger (1997) publizierten Beobach-
tungen zu den Differentialdiagnosen bei Stridor bestétigt: 87% der Patienten zeigten
angeborene Fehlbildungen in Form von Broncho-, Tracheo- oder Laryngomalazien,
aber auch infektiose Ursachen, subglottische Stenosen, pharyngeale Hypotonie und In-
stabilitit, sowie subglottische Himangiome oder Stimmbandldhmungen als Ursachen fiir
den Stridor. Eine exakte Diagnosestellung zur weiteren Behandlungsplanung ist schon
aufgrund dieser zahlreichen mdglichen Differentialdiagnosen notig.

Die vorliegende Studie untersucht die Wertigkeit der FLLI'B bei Kindern mit einem Atemge-

rausch im Neugeborenen- und Kleinkindesalter am Universititsklinikum Tiibingen (UKT).

L3 Der diagnostische Algorithmus am UKT

Da die FL'TB eine invasive diagnostische Maflnahme darstellt, die in der Regel unter
stationdren Bedingungen erfolgen muss, soll eine zu friith oder ohne therapeutische Kon-
sequenz gestellte Indikation moglichst vermieden werden; andererseits darf jedoch die
Diagnosefindung nicht unnétig verlangert und gegebenenfalls wichtige therapeutische
Schritte herausgezogert werden.

Die Indikation zur invasiven diagnostischen Abkldrung eines Atemgerdusches im Saugling-

salter wurde gestellt in Anlehnung an die Empfehlungen von Eber und Zach (1995), zum



einen wenn ein Stridor entweder seit Geburt progredient war und eine zusitzliche Klinik (z.B.
Fiitterungsprobleme, Sauerstoffuntersittigung, Gedeihstorung, etc.) vorhanden war, zum an-
deren bei neu aufgetretenem Stridor. Stillwell (2000) bestitigt die Indikation zur Untersu-
chung bei Verschlechterung der Atemarbeit, auch wenn eine Diagnose schon vorlag.
Der Algorithmus zur Evaluation eines Atemgerdusches bei Neu-, Frithgeborenen und Sdug-
lingen an der Kinderklinik des Universitdtsklinikums Tiibingen (UKT) orientiert sich an den
Empfehlungen der Grazer Arbeitsgruppe 1995 und lautet seit 1998 folgendermalfien:

Anamnese

Vergleichende Auskultation

Pulsoxymetrie

Babylungenfunktion

Rontgen Thorax

Fiberoptische Laryngoskopie

gef. Laryngotracheobronchoskopie

ggf. Thorax CT (Volume Zoom)

gef. MRT
Mit der vorliegenden Arbeit wird die diagnostische Ausbeute des o.g. Algorithmus der im
Zeitraum von 2000 bis 2009 am UKT durchgefiihrten Untersuchungen retrospektiv evaluiert.

1.4 Outcome der Patienten

In einem zweiten Schritt wird durch Elternfragebogen das Outcome der Kinder unter-
sucht, insbesondere unter der Fragestellung, ob die Kinder auch langfristig von der Un-
tersuchung und den darauffolgenden TherapiemaBBnahmen profitieren konnten, wie die
Entwicklung von Kindern mit klinisch relevantem Stridor ist und ob es im Verlauf die-
ser Entwicklung héufiger zu Infekten oder anderen Problemen der Atemwege kam. Es
soll untersucht werden, ob Aussagen zur Zusammensetzung des Untersuchtenkollektivs
getroffen werden konnen und mit welchen Komorbiditdten bei Stridor vornehmlich ge-
rechnet werden muss. Apley berichtete schon 1953 iiber Fille von Trisomie 21 in Ver-
bindung mit typischen Herzfehlern und einem auftretenden Atemgerdusch. Belmont und
Grundfast beschrieben neurologische Erkrankungen bei Stridorpatienten (BELmoNT und
GrunprasT 1984), Bent fand ebenfalls angeborene Herzfehler und Trisomie 21 in Ver-
bindung mit anatomischen Besonderheiten bei seiner Studienpopulation (BEnT 2006).

Wie schon eingangs erwéhnt, sind die Ursachen fiir das Symptom Stridor vielféltig. Fiir
ein langfristig verbessertes Outcome der Patienten kann es nétig sein, eine Einordnung
der Diagnosen in einzelne Kategorien vorzunehmen, um schneller und zielgerichteter
therapieren zu kdnnen. Das weitere Vorgehen kann dann individuell und zeitnah umge-

setzt werden, auch hinsichtlich assoziierter Komorbiditaten (ApLEY 1953, BENT 2006).



L5 Evaluation der Videodokumentation der FLTB:
Bestimmung der Interobservervarianz

In einem dritten Schritt sollte der diagnostische Goldstandard bei Stridor mit der FLTB
evaluiert werden. Hierzu sollten die zwischen 2000 und 2009 systematisch per Video

dokumentierten fiberoptischen Befunde untersucht werden.

I.5.1 Einteilungen des Krankheitsbildes Laryngomalazie

Die haufigste Ursache von Atemgerduschen (AG) im ersten Lebensjahr stellt der soge-
nannte kongenitale Stridor (Synonym: infantiler Larynx, Laryngomalazie) dar. Dieser gilt
als duflerst heterogen in seiner anatomischen Lokalisation und hinsichtlich des Ausmales
der Symptomatik. Es besteht eine persistierende abnorme Weichheit der Atemwege, wel-
che einen inspiratorischen Stridor zur Folge hat (Korrscuev und SrrTeL 2011). Die Er-
krankung kann sehr unterschiedliche Auspragungen annehmen: Die mildeste Form wird
erfahrungsgemal im Laufe der Entwicklung des Kindes riicklaufig (VoLLraATH 2004),
wohingegen bei der schwersten Form in Inspiration unter Umstidnden ein vollstindiger
Verschluss der Glottis auftritt, was zur respiratorischen Insuffizienz beim Kind fiihrt. Bei
10% der Kinder ist die Laryngomalazie (LM) so ausgepragt, dass die somatische und
psychomotorische Entwicklung beeintriachtigt ist. In diesen Fillen kann es nétig sein,
chirurgisch einzugreifen: durch eine Supraglottoplastik oder eine Tracheotomie (Horr
2010, Korrscaev und SttTeL 2011; SHAH 1998). Eine systematische Einteilung der sehr
heterogenen Unterformen der Laryngomalazie und ihres Ausmales erscheint somit in
Bezug auf das weitere Vorgehen sinnvoll.

In der Literatur beschrieben sind drei Einteilungen der LM (Horinger 1982;
SuaH et al. 1998; S1van et al. 2006). Holinger und Shah beschrinkten sich dabei auf die
Beschreibung des fiberoptischen Befundes der funktionellen Anatomie der laryngealen
Strukturen, wohingegen Sivan et al. (2006) zusétzlich das Ausmal} angeben lielen, mit

dem der Luftweg bei einer LM verengt wird.



1.5.2 Einteilung nach Holinger

Die élteste und genaueste Einteilung anhand der funktionellen Anatomie der laryngealen
Strukturen liegt vor von Holinger (1982). Es werden 5 Typen angegeben, welche die ein-

zelnen Strukturen in Bezug auf die In- und Exspiration beschreiben (Tabelle 3).

Tabelle 3: Die Einteilung der Laryngomalazie-Formen nach Holinger erfolgt wie auch bei Shah et al. nach ei-
nem qualitativen Schema. Prinzipiell wird die Art der Einengung des Atemweges durch glottische Strukturen
beschrieben, sowie welche Anteile der Glottis daran beteiligt sind (Horinger 1982, S.140).

Typ I Einwértsbewegung der aryepiglottischen Falte, besonders der kuneifor-
men Knorpel, die hdufig abnorm vergrofert sind

Typ 1T Eine lange tubulére Epiglottis, die sich bei Inspiration einrollt

Typ IIT Vorverlagerung und medialer Kollaps der Aryknorpel mit Ver-
schluss der Glottis

Typ IV Dorsalverlagerung der Epiglottis mit Kontakt zur Pharynxhinterwand

Typ V Abnorm verkiirzte aryepiglottische Falten

1.5.3 Einteilung nach Shah

Die Einteilung nach Shah et al. (1998) bezieht sich auf die Lokalisation des Prolaps*
der Aryknorpel bei In- bzw. Exspiration. Er beschreibt diesen als ,,posterolateral bzw.
,posterior. Die ,,anteriore* Form bezieht sich auf den retrograden Prolaps der Epiglottis.
Die Form der Epiglottis wird nicht speziell berticksichtigt. Die Einteilung dokumentiert
dariiber hinaus als einzige, ob zusétzlich Zeichen eines chronischen Refluxes und Aspira-

tionszeichen vorliegen (Abbildung 1).

Postero-lateral Posterior Anterior

»
W

reflux signs: yes no
gross aspiration: yes no

Abbildung 1: Die Einteilung der Laryngomalazie-Formen durch Shah erfolgt qualitativ nach der Lokalisa-
tion des Prolaps‘ der Glottis bei der Ein- und Ausatmung. Zusétzlich soll angegeben werden ob Anzeichen
von Reflux oder Aspiration vorliegen (Suan 1998).



1.54 Einteilung nach Sivan

Die Einteilung nach Sivan et al. (2006) hat zusidtzlich zur qualitativen Komponen-
te den priméren Ansatz, eine Quantifizierung der funktionellen anatomischen Patholo-
gie zu ermoglichen. Sie unterscheidet die Bewegung der Aryknorpel und der Epiglottis
unabhingig voneinander beziiglich der Lokalisation und dem Ausmal3 des Kollapses die-
ser zwei laryngealen Strukturen bei der Inspiration. Sie ist die einzige Einteilung, die eine
Quantifizierung vornimmt (Tabelle 4).

Tabelle 4: Abgebildet ist die Originaleinteilung der Laryngomalazie-Formen nach Sivan et al. Fir die Ein-
teilung wurde eine qualitative und quantitative Komponente gewihlt, indem nicht nur angegeben werden

sollte, welcher Teil der Glottis zur Einengung fiihrte, sondern auch, wie gro3 der Anteil der Stimmbénder
ist, welche dadurch bei der Aufsicht verdeckt werden (Sivan et al. 2006).

Befunde Punkte
Aryknorpel:

Kein erkennbarer Kollaps in die Glottis bei Inspiration 0
Diskreter Kollaps in die Glottis bei Inspiration 1
Kollaps der Aryknorpel in die Glottis, 25-50 % der Stimmbénder verdeckt 2
Kollaps der Arknorpel in die Glottis, 50-75 % der Stimmbiinder verdeckt 3
Kollaps der Aryknorpel in die Glottis, 100 % der Stimmbiinder verdeckt 4
Epiglottis:

Normale Epiglottis, kein Einrollen wihrend der Inspiration 0
Diskretes liingsseitiges Einrollen der Epiglottis 1
Einrollen der Epiglottis ohne Kontakt der lateralen Kanten 2
Intermittierender Kontakt der lateralen Kanten 3
Fortwihrender Kontakt bzw. Uberlappen der lateralen Kanten 4

1.6 Eigene Fragestellung

Die Fragestellung unserer Studie besteht darin, den Einsatz der FLTB bei padiatrischen
Patienten mit Stridor retrospektiv zu analysieren. Als genaue Fragestellungen hierzu
ergaben sich:

1. Ist die diagnostische Ausbeute der FLLT'B bei Patienten mit Stridor unveréndert so
hoch, dass mogliche Nebenwirkungen und Komplikationen der invasiven Unter-
suchungsmethode in einem akzeptablen Verhéltnis zum diagnostischen und thera-
peutischen Benefit der sehr jungen Patienten stehen?

2. Kann der diagnostische Algorithmus des UKT in der seit 1998 bestehenden Weise
beibehalten werden? Wie hdufig tragt dieser zu einer Ursachenfindung bei Stridor
bei?

3. Welche Komorbidititen liegen bei fiberoptisch untersuchten Kindern mit Stridor
in der ersten Dekade des neuen Jahrtausends (2000-2009) vor?

9



4. Wie ist die Lebensqualitit und das Outcome von Kindern, die wegen eines Atem-
gerdusches in den ersten Lebensjahren fiberoptisch untersucht wurden im weiteren
Verlauf? Wie lange persistieren die Atemgerdusche? Weisen diese Kinder spéter
hiufiger andere Atemwegserkrankungen wie Asthma oder Pseudokrupp auf?

5. Istdie Videodokumentation der fiberoptischen Untersuchungen geeignet, auch im
Nachhinein Diagnosen allein anhand der Videosequenzen stellen zu konnen? Wie
ist die Inter- bzw. Intraobservervarianz?

6. Sind die von Holinger 1982, Shah 1998 und Sivan 2006 gewéhlten Einteilungen
der Laryngomalazie bei der Videobefundung fiberoptischer Untersuchungen hilf-

reich, praktikabel und wie ist die Inter- bzw. Intraobservervarianz?

11. Material und Methodik

1.1 Studienpopulation

Im Zeitraum vom 1.1.2000 bis zum 31.12.2009 wurden an der Kinderklinik des UKT
1326 fiberoptische und starre Untersuchungen der Atemwege (Laryngo-/Laryngotra-
cheo-/Tracheo-/Tracheobroncho-/Laryngotracheobronchoskopien) bei 741 Séuglingen
und Kleinkindern durchgefiihrt. Hiervon wurden 156 Patienten im Alter O bis 7 Jahren
aufgrund eines Stridor untersucht. Aus der Studienpopulation ausgeschlossen wurden
diejenigen Patienten, die aufgrund entziindlicher Atemwegserkrankungen, Systemerkran-
kungen wie Zystischer Fibrose, chronischer Bronchitis, Atelektasen oder Fremdkorper-
extraktion bronchoskopiert wurden. Weitere Ausschlusskriterien waren eine fiberoptische
Intubation als Bronchoskopieindikation, Fremdkdrperextraktionen und der Exploration
maligner Prozesse ohne Auftreten von Stridor.

Nicht bronchoskopierte Patienten mit Stridor konnten nicht in die Studienpopulation auf-
genommen werden, da dieses Patientenkollektiv an der Universitdtskinderklinik nicht

ausreichend vorhanden war.
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Im Zeitraum von 2000 bis 2009 an der Universitats-
kinderklinik durchgefiihrte Bronchoskopien (n=1326)
untersuchte Patienten (n=741)

Fur Studieneinschluss evaluierte Patienten (n=156)

g Ausgeschlossen (n=762)
S N Einschlusskriterium
ug " (Stridor in der Anamnese)
< nicht erfullt
A
Selektiert (n =156) Patienten bei Untersuchung < 7.Lj.
h 4 A 4
Zur Fragebogenaktion Zur Interratervariabili-
zugeordnet (n =156) tdtsanalyse zugeordnet
o ausgefiillte Fragebdgen (n=89) Patienten bei
5 (n=68) Untersuchung < 7.Lm.
'E kein Interesse an Teilnahme nicht beurteilbar, da intu-
,\gl (n=25) biert (n=17
nicht erreichbar (n=58)
verstorben (n=5)
h 4 A 4
Daten analysiert Daten analysiert
g g n=68 Patienten n=72 Patienten
5§

Abbildung 2: Das Flussdiagramm zeigt die in die Studie ein- und ausgeschlossenen Patienten und die Aus-

wabhl der Kinder fiir die Fragebogenaktion sowie die Interobservervarianzanalyse (MouEr 2001).

Diese 156 Patienten (88 ménnlich, 68 weiblich), welche einen Stridor in der Anamnese bzw.
bei der Untersuchung aufwiesen, wurden in diesem Zeitraum 249 mal fiberoptisch unter-
sucht. Simtliche Untersuchungen erfolgten wéhrend eines — meist kurzfristigen — stationiren
Aufenthaltes. Das Alter der Patienten zum Zeitpunkt der Untersuchung betrug im Mittel
1,0 +/- 1,3 Jahre (Median 189 Tage; 6,5 Monate; Bereich 0—6,9 Jahre) (Abbildung 2).

Bei 167 fiberoptischen Untersuchungen (66,4 %) lag das Alter der Kinder unter 1 Jahr,
89 Patienten (57 %) waren bis einschlieSlich 6 Monate alt und 51 (20,4 %) waren unter

1 Monat.
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Tabelle 5: Demographische Zusammensetzung der Stridorpatienten mit Geschlechter- und Altersverteilung.

Patienten insgesamt n=156

minnliche Patienten n=_88§

weibliche Patienten n=68

Median 189 Tage (6 2 Monate)
Mittleres Alter 370 Tage (1 Jahr 5 Tage)
Standardabweichung (+/-2 SD) 470 Tage (1 Jahr 3,5 Monate)
Altester Patient 2543 Tage (6 Jahre 11 Monate)
Jiingster Patient 0 Tage

II.1.1  Studienpopulation der Fragebogenaktion: Patienten, die bei der Untersuchung
unter 7 Jahre alt waren (Hauptgruppe)

Von den 156 per Fragebogen angeschriebenen Familien, wurden 68 Fragebdgen in aus-
wertbarer Form ausgefiillt und zurlickgeschickt. 88 Fragebogen blieben

unbeantwortet, davon konnten 58 Patienten nicht erreicht werden, weil die zugehdrigen

Altersverteilung der Stridorpatienten
Médchen .Jungen
26 27
0-2 Monate 3-5 Monate 6-12 Monate 1-2 Jahre 3-6 Jahre

Abbildung 3: Altersverteilung der Patienten, welche unter Stridorindikation bronchosko-

piert wurden. Angaben in absoluten Zahlen.

Kontaktdaten falsch bzw. nicht mehr zu ermitteln waren und 25 Elternpaare verweigerten
die Teilnahme an der Untersuchung. 5 Kinder waren im weiteren Verlauf verstorben.
Bezogen auf die Gesamtzahl von 156 verschickten Fragebogen, entspricht dies einer Teil-
nahmequote von 43,5 % gegentiber 37,2 %, welche nicht erreichbar waren, 16,0 %, die

nicht teilnehmen wollten und 3,2 % verstorbenen Patienten (Abbildung 2).

I1.1.2  Studienpopulation der Videobefundung: Patienten. die bei der Untersuchung un-
ter 7 Monate alt waren (Untergruppe)

Eine Evaluation der Videodokumentation der fiberoptischen Laryngotracheobroncho-
skopie (FLTB) erfolgte bei 100 Untersuchungen von 89 Patienten, die wegen Stridor

fiberoptisch bronchoskopiert worden waren und welche zum Zeitpunkt der Untersuchung
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sechs Monate oder jiinger waren (Abbildung 2). 21 Untersuchungen wurden zweimal
befundet, davon wiederum 8 Untersuchungen nochmals (also insgesamt dreimal). Aus
allen dokumentierten Videos zu den Untersuchungen (n=249 Videos von 156 Stridorpa-
tienten) wurden 100 Videosequenzen durch die Autorin geschnitten. Namen der Patienten
wurden aus den Sequenzen entfernt, um eine anonymisierte Befundungssituation fiir die
Untersucher zu ermdglichen. Hierbei waren n=19 Patienten zu unterschiedlichen Zeit-
punkten bis zu 6mal vertreten. n=17 Untersuchungen konnten nicht in die Befundungs-
reihe aufgenommen werden, da die Beurteilbarkeit des Larynx und der dazugehdrigen

Strukturen durch einen endotrachealen Tubus unmoglich war.
I1.2 Studienaufbau

Alle fiir die Studie relevanten Daten der Patienten wurden anonymisiert in einer Daten-
bank erfasst. Die Patienten wurden in der Datenbank mittels einer sinnfreien Identifikati-
onsnummer anonymisiert. Tabelle 6 gibt eine Ubersicht iiber die mittels Aktendurchsicht,

Dokumentation und Fragebogenaktion erhobenen Daten.

Tabelle 6: Ubersicht der erhobenen Daten.

Zeitachse Vor FLTB FLTB Nach FLTB
Erhobene * Geburtsdatum * Vorgehen * Diagnose
Daten * Alter der Patienten zum ¢ Durchgefiihrte Untersu- ¢ Lebensqualitét der
Zeitpunkt der Untersu- chungen Kinder
chung » verwendete Gerite ¢ Outcome

+ Untersuchende Arzte
 Indikation
* Verdachtsdiagnose

Zunichst wurden alle Patienten, die im Zeitraum zwischen dem 1.1.2000 und dem
31.12.2009 eine FLTB erhalten hatten, in einer Tabelle erfasst. Dabei wurden zusitzlich
zu grundlegenden Patientendaten, wie Name, Vorname und Geburtsdatum, das genaue
Untersuchungsdatum aufgefiihrt. Es wurden die Form der Untersuchung, die bei den Kin-
dern durchgefiihrt wurde, sowie der Name des Untersuchers und die klinische Diagnose
angegeben. Mithilfe des Patientendatensystems der Universititskinderklinik Tiibingen
wurden nun die Untersuchungsbefunde darauthin untersucht, ob es sich lediglich um
einen Stridor in der Anamnese als Indikation zur FL.T'B gehandelt hatte, oder ob ein wei-
terer Grund fiir die Untersuchung vorgelegen hatte. Zusétzliche Indikationen zum Stridor
konnte eine Plattenanpassung sein, Intubation unter fiberoptischer Kontrolle, Dyspnoe,
Hamangiomtherapie oder eine Tracheostomaanlage. Die Liste wurde auf diese Informa-

tion hin aktualisiert.
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I1.2.1  Systematisierung der Diagnosen

Um die Diagnosen der Patienten in eine statistisch auswertbare Form zu bringen, wurden
sie in acht Kategorien eingeteilt (Anhang Tabellen 45 und 46): Grunddiagnose 1 und 2,
Atemwegsdiagnose (AWD) allgemein, supraglottisch 1 und 2, AWD glottisch, und AWD
subglottisch1 und 2.

Die Diagnosen wurden in Héufigkeitstabellen dargestellt, um eine Verteilung der Patien-

ten auf die einzelnen Gruppen beurteilen zu konnen.

I1.2.1.1 Statistische Auswertung der Diagnosen

Da es auf die Frage hin, welche Diagnosen bei den Kindern gestellt wurden, dazu kom-
men konnte, dass mehrere Antworten gleichzeitig giiltig waren (z.B. bei Vorliegen multip-
ler Grunddiagnosen und/oder Atemwegsdiagnosen parallel), wurden die Diagnosen der
Kinder als Mehrfachantwortensets zusammengefasst, um sie analysieren zu konnen. Die
Variablen fiir die einzelnen Diagnosen wurden nach der oben beschriebenen Systematik
erstellt, indem zunichst zwischen systemischen Diagnosen und Atemwegsdiagnosen
unterschieden wurde. Weiterhin wurden die Atemwegsdiagnosen nach ihrer Lokalisation
eingeteilt. Somit wurden acht Variablen gebildet.

Es wurden anschlieBend Haufigkeitstabellen fiir die Diagnosen erstellt, um zu erfahren,
welche Diagnosen wie hiufig waren, welche Kinder mehrere Diagnosen aufwiesen und
inwieweit Grunddiagnosen mit den Atemwegsdiagnosen, welche flir das Atemgerdusch
urséchlich waren, zusammenhingen.

Systematisch wurden die Grunddiagnosen und die Atemwegsdiagnosen voneinander ge-
trennt analysiert. Um zu untersuchen, wie viele der Patienten keine Grunddiagnose auf-
wiesen, wurde ein Mehrfachantwortenset aus den beiden moglichen Grunddiagnosen und
eines aus den sechs Atemwegsdiagnosen erstellt. Dabei wurde von den zwei in SPSS zur
Verfligung gestellten Methoden zur Analyse von Mehrfachantworten die Methode der
multiplen Kategorien (kategoriale Methode) gewéhlt (EcksTeIn 2008, S. 52). Die Fille,
die keine Grunddiagnose bzw. keine Atemwegsdiagnose aufwiesen, wurden als fehlende
Werte definiert.

11.2.2  Methodik zur Auswertung der Fragebdgen

11.2.2.1 Charakterisierung der im Fragebogen erhobenen Daten

Der Fragebogen zur Erhebung von Daten beziiglich des weiteren Krankheitsverlaufs, zur
Lebensqualitit und zum Outcome der Kinder insgesamt, wurde mit SPSS analysiert.
Zu beantworten waren einfache geschlossene Fragen — sowohl vom dichotomen als auch

vom mehrkategoriellen Antwortformat — und Mischformen, d.h. geschlossene Fragen,
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die auch einen offenen Anteil enthielten (BenescH und Raas-SteiNer 2010 S.53 ff)).
Mithilfe dieser wurden vorwiegend nominalskalierte Daten erhoben. Verhéltnisskalierte
Daten waren das Alter der Kinder, das Gewicht und die Gréf3e. Als Ordinaldaten wurden
die Anzahl der Tage mit Infekt und mit persistierendem Atemgerdusch erhoben.

Die Codierung der Antworten wurde so gewéhlt, dass innerhalb des Fragebogens die
groBtmogliche Konsistenz eingehalten werden konnte. So bedeutete 0 meist ,,nein*, oder
,»ohne pathologischen Befund* oder ,,gesund®. Ab Ziffer 1 wurden die Antworten durch-
nummeriert. Als fehlende Werte wurden drei sinnfrei gewdhlte Zahlen eingesetzt, die die
unterschiedlichen Griinde des Fehlens wiedergaben: 100 bedeutete ,.kein Interesse an der

Teilnahme*, 200 bedeutete ,,nicht erreichbar* und 1000 bedeutete ,,verstorben®.

11.2.2.2 Beschreibung des Fragebogens

Die Fragebogen wurden ausgewertet, um ein Bild iiber das Outcome und die Lebens-
qualitdt von Kindern zu bekommen, die einmal wegen eines AG fiberoptisch untersucht
worden waren.

Der erste Teil des Fragebogens bezog sich auf somatographische Daten. Um die er-
rechneten BMI-Werte der Kinder zum Zeitpunkt der Umfrage in ihrer Wertigkeit als
pathologisch oder altersgerecht einordnen zu koénnen, wurden sie mit Werten der WHO
(On1s20006) verglichen (Anhang Tabellen 50 und 51).

Im zweiten Teil wurde nach Medikation, regelméafBigen Therapiemafnahmen und Kranken-
hausaufenthalten im Hinblick auf Komorbidititen, im Rahmen derer Stridor bisweilen auftritt,
gefragt. Drittens wurde nach weiter bestehender pulmonaler Beeintrachtigung der Patienten
gefragt, wie einem persistierenden AG, vermehrter Infektanfalligkeit, Asthma und Allergien.
Den Abschluss des Fragebogens bildeten Angaben zur Untersuchung im UKT, insbeson-

dere wie die Eltern die Betreuungssituation im Rahmen der FLTB erlebt hatten.

11.2.2.3 Statistische Methodik der Fragebogenauswertung

Die im Fragebogen enthaltenen Informationen zum Outcome der Stridorpatienten wurden in
Haufigkeitstabellen zusammengefasst, um eine deskriptive Statistik zur ausgewdhlten Patien-
tenpopulation zu erhalten. So wurden bei den nominalskalierten Daten eindimensionale Hiu-
figkeitsverteilungen mit absoluten Haufigkeiten, Prozentwerten und kumulierten Prozentwerten
erstellt. Bei allen Daten, die mindestens auf Intervallskalenniveau erhoben wurden, konnten
zusétzlich Lagemale und Streuungsmalle bestimmt werden.

Es konnten Aussagen dartiber getroffen werden, wie die Eltern den gesundheitlichen Zu-
stand ihrer Kinder in der Zeit nach Krankenhausaufenthalt und Bronchoskopie einschét-
zen. Basierend auf den Angaben zu Grof3e, Alter und Gewicht der Kinder, wurde der BMI

der Kinder errechnet und in entsprechende Somatogramme eingetragen.

15



Die Kinder, die das AG bis zum Zeitpunkt der Fragebogenumfrage der Studie noch be-
halten hatten, wurden mittels Kaplan-Meier-Schitzer darauthin untersucht, wie wahr-
scheinlich es ist, dass sich das AG noch verliert. Die Hauptgruppe (n=156 Patienten,
0-7 Jahre bei der Untersuchung) und Untergruppe (n=89/ 156 Patienten, 0—7 Monate bei
der Untersuchung) wurden getrennt analysiert (Abbildung 2).

Die Zeitachse wurde zerlegt in die Intervalle, in denen die Eltern ein Sistieren des AG
angegeben hatten. Hierbei ist anzumerken, dass es keinen gemeinsamen Beobachtungs-
zeitraum gab. Die Kinder wurden im Zeitraum von 2000 bis 2009 geboren und behielten
ihr AG tiber eine gewisse Zeitspanne. Die Patienten, die das AG bis zum Zeitpunkt der

Fragebogenumfrage behalten hatten, wurden als zensierte Félle angegeben.

11.2.3  Methodik zur Auswertung der Videobefundung

11.2.3.1 Charakterisierung der im Befundbogen erhobenen Daten

Mittels geschlossener Fragen des Befundungsbogens wurden nominale Daten zur Aus-
wertung erhoben. Die Diagnose konnte als Freitext eingegeben werden. Ordinalskaliert
waren die Daten, die zur Beschreibung der Qualitdt der Aufnahme erhoben wurden. Diese
wurden in Skalen mit einer ungeraden Anzahl an Abstufungen eingeteilt, wobei in der
Formulierung (,,gut—ausreichend—schlecht) auf eine Beschreibung geachtet wurde, die
als dquidistant gelten konnte. Hierdurch wurde gewahrleistet, dass ,,die Bedeutung der
Antwortstufen durch eine sprachliche Beschreibung fiir die Personen intersubjektiv ver-
einheitlicht® blieb (BEnescH und RaaB-STEINER 2010, S. 56).

I1.2.3.2 Beschreibung des Befundungsbogens

Anhand des oben erwihnten standardisierten Befundungsbogens sollte im ersten Schritt
die Qualitdt der Aufnahme evaluiert werden: Es sollte angegeben werden, wie oft das
Video angesehen werden musste, um den Befundungsbogen ausfiillen zu konnen, die
Qualitit der Aufnahme wurde erfragt, sowie deren Dauer und die damit einhergehende
Beurteilbarkeit der dargestellten Strukturen (Anhang).

In einem zweiten Schritt sollte der Larynx ndher beschrieben werden. Dabei wurden Ein-
teilungen gewéhlt nach Shah 1998, Holinger 1982 und Sivan 2006, die zur Beurteilung der
funktionellen laryngotrachealen Anatomie dienten (genaue Beschreibung: siche 1.5.2—4).
Eine Freitext-Frage beziiglich besonderer Pathologien wurde an das Ende der Fragen
nach der Qualitit der Aufnahmen gestellt.

11.2.3.3 Statistische Methodik der Videobefundung

Die statistische Auswertung der Ergebnisse der Videobefundung erfolgte deskriptiv. Es

wurde verglichen, wie gut die einzelnen Untersucher die Darstellbarkeit der Strukturen
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bewerteten. Zudem wurde untersucht, ob die Einteilungen zur Charakterisierung einer
moglicherweise vorliegenden Laryngomalazie ohne Kenntnis der Klinik, allein mittels
Durchsicht anhand der Bronchoskopievideos, geeignet sind.

Das MaB der Ubereinstimmung der Diagnosen, welche die Untersucher mithilfe der Vi-
deos stellten, im Vergleich zu den Diagnosen, die bei der Bronchoskopie selbst in Zusam-
menhang mit dem klinischen Bild der Patienten gestellt worden waren, wurde bestimmt.
Letztere wurden als Goldstandard definiert.

Die Inter- und Intraobservervarianzen (IOV, ItrOV) wurden anhand von Kreuztabellen
ermittelt, indem der statistische Korrelationsparameter Kappa bestimmt wurde. Dieser
wurde sowohl zwischen den péadiatrischen Untersuchern, als auch interdisziplindr be-
stimmt. Zur Bestimmung der IOV und der ItrOV, wurde das Ubereinstimmungsmaf Kap-

pa berechnet. Die Gleichung lautet
(po B pc)

“(-po

po ist dabei der gemessene Ubereinstimmungswert der beiden Untersucher und pe die
zufillig erwartete Ubereinstimmung (BorTz 2008). Wenn die Untersucher in allen ihren
Einschitzungen iibereinstimmen, d.h. wenn die Ergebnisse der Untersucher korrelieren,
dann ist Kappa gleich 1. Liegt das MaB der Ubereinstimmung jedoch im mathematischen
Bereich des Zufalls, so ist Kappa gleich 0. Interpretationen der Werte fiir Kappa sind in
der Literatur zu diesem Parameter beschrieben worden. Landis und Koch (1977) wiéhlten
die gleiche Unterteilung der Werte fiir Kappa wie Viera et al. (2005):

Kappa Agreement

<0 Less than chance agreement
0,01-0,20 Slight agreement

0,41-0,60 Moderate agreement
0,61-0,80 Substantial agreement
0,81-0,99 Almost perfect agreement

Abbildung 4: Der Ubereinstimmungsparameter Kappa mit Interpretationsintervallen. Die Intervalle rei-
chen von 0 bis 1 und zeigen das MaB der Ubereinstimmung zwischen Untersuchern an, wobei 1 héchste
Ubereinstimmung anzeigt. Wird ein negativer Wert fiir Kappa errechnet, muss man davon ausgehen, dass
Ubereinstimmungen sogar weniger als zufillig zu werten sind (Viera et al. 2005).
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I1.2.3.4 Bestimmung der Inter- und Intraobservervarianz
Die Befundung der 100 Videos zur Bestimmung der IOV bzw. der ItrOV wurde von drei

Fachérzten der padiatrischen Pulmologie und Kardiologie in anonymisierter Form durch-
gefiihrt.

Die Untersucher hatten eine CD mit den geschnittenen Videosequenzen vorliegen, die sie
offline zeitnah auszuwerten hatten. Die Befundung erfolgte auf einem fiir diese Unter-
suchung modifizierten standardisierten Befundungsbogen (Anhang). 21 dieser Untersu-
chungen wurden von jedem der Untersucher zweimal angesehen, um zusitzlich zur IOV
die ItrOV bestimmen zu kdnnen.

Die ItrOV sollte speziell fiir die drei Laryngomalazie-Einteilungen nach Holinger, Shah
und Sivan bestimmt werden, um herauszufinden, ob diese von Fachirzten reliabel ange-
wendet werden konnen. Zur Uberpriifung wurden diese 21 Videos zusitzlich von zwei
HNO-Fachérzten angesehen, um auch die interdisziplindre IOV bestimmen zu konnen.
Um einen moglicherweise auftretenden Trainingseffekt bei wiederholter Ansicht erheben
zu konnen, sahen alle Untersucher (padiatrische Fachdrzte und HNO-Fachirzte) von den

21 Videos wiederum acht Sequenzen nochmals an.

I11. Ergebnisse

III.1  Differentialdiagnosen bei Stridor

Es stellte sich heraus, dass von allen 156 Kindern, die in die Studie aufgenommen wurden,
60 keine Grunddiagnose im Sinne eines angeborenen Syndroms, neurologischer Auffal-
ligkeiten, eines Herzfehlers oder Systemerkrankungen aufwiesen (38,5 % von n = 156).
96 Kinder hatten insgesamt 132 Grunddiagnosen, d.h. bei 36 Patienten kamen zwei
Grunddiagnosen in Kombination miteinander vor. Von diesen 96 Kindern gab es 41 mit
einer syndromalen Grunderkrankung (=26,3 % von n= 156, siche Abbildung 5). 16 Kin-
der waren neurologisch beeintrachtigt (= 10,3 % von n=156). Bei einigen Fillen trat der
Stridor im Zusammenhang mit Fehlbildungen der Speiserohre und Refluxsymptomatik
auf (4,5% von n=156). Auftillig viele Kinder hatten zudem Herzfehler (=30,8% von
n = 156), teils kombiniert im Rahmen der Syndrome wie Morbus Down (9,6 % von 156,

n = 15), teils isoliert.
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Abbildung 5: Die Ubersicht zeigt die hiufigsten Komorbiditéiten bezogen auf die
Studienpopulationvon 156 unter Stridorindikation bronchoskopierten Kinder (alle
gestellten Diagnosen Anhang Tabelle 47).
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Abbildung 6: Die Ubersicht zeigt die hiufigsten Atemwegsdiagnosen bezogen auf
die Studienpopulation von 156 unter Stridorindikation bronchoskopierten Kinder
(alle gestellten Diagnosen Anhang Tabelle 48).
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139 der Kinder (89,1 % von n=156) hatten eine oder mehrere Atemwegsdiagnosen, nur
17 (10,9 %) wiesen keine Diagnose beziiglich der Atemwege auf (Abbildung 6). Bei die-
sen handelte es sich um Patienten, bei denen das Atemgerdusch im Rahmen einer syn-
dromalen Erkrankung oder nebenbefundlich zu Herzfehlern oder neurologischen Patho-
logien aufgetreten war. Bei zwei Patienten wurde kein pathologischer Befund festgestellt
(Nr. 59 und Nr. 64) und bei einer Patientin (Nr. 82) blieb die Diagnose fraglich.

53 Laryngomalazie-Félle wurden diagnostiziert (34 % von n=156). Eine Tracheomalazie
wurde bei 28 Patienten (17,9 % von n=156), eine Bronchomalazie wurde bei 30 Patien-
ten (19,2 %) diagnostiziert (Abbildung 6). Dabei stellte man bei 56 Patienten nur eine der
drei Diagnosen, 13 hatten zwei und 7 Patienten wiesen die Malazien kombiniert auf.
Viele der Patienten zeigten zudem Fehlbildungen im Respirationstrakt: 7,1% hat-
ten abnorm grofle Aryknorpel (n=11/156), 0,6% eine Fusion der Knorpel (n=1/156)
und 20,5% wiesen pathologische Verengungen der Luftwege in Form eines Mikrola-
rynx (n=11/156, Pharynx- (n=1/156), Tracheal- oder Bronchusstenosen (n=20/156)
(Anhang Tabelle 48) auf. Auch diese Diagnosen kamen bisweilen in Kombination mit-
einander vor.

Die meisten der Patienten wiesen mehrere Pathologien auf: bei n = 21 lagen vier Dia-
gnosen, bei n=48 (30,8 %) drei Diagnosen, bei n=41 Patienten zwei Diagnosen und bei
n=234 nur eine Diagnose vor (Tabelle 7). Hierbei wurde nicht unterschieden, ob es sich

um Diagnosen der Atemwege oder systemische Diagnosen handelte.

Tabelle 7: Dargestellt ist die Anzahl der Diagnosen, welche bei
jeweils einem Patienten parallel gestellt wurden. Die zweite Spal-
te gibt die Haufigkeit absolut, die dritte Spalte in Prozent an. Die
Zahlen bezichen sich auf alle 156 in die Studie aufgenommenen

Patienten.

Anzahl der Diagnosen Héaufigkeit Prozent
0 4 2,6
1 34 21,8
2 41 26,3
3 48 30,8
4 21 13,6
5 6 3,8
6 2 1,3
Gesamt 156 100,0

Acht Patienten wiesen fiinf bzw. sechs Diagnosen kombiniert auf. Bei einem dieser Pa-
tienten (Nr. 7) war eine Pierre-Robin-Sequenz mit Retroglossie, Retrogenie, Tracheo-
und auch Bronchomalazie diagnostiziert worden, sowie eine progrediente Hirnatrophie.
Ein Méadchen (Nr. 92) hatte eine Oesophagusatresie, Hydrocephalus internus, Herzfeh-

ler (ASD, muskulédrer VSD, PDA), eine kombinierte Tracheo- und Bronchomalazie und
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eine Choanalstenose. Bei diesem Kind wurde jedoch kein Zusammenhang im Sinne eines

Syndroms beschrieben.
III.2  Outcome der Patienten

Von 156 verschickten Fragebogen wurden 68 ausgefiillt und zuriickgeschickt.

Die Ergebnisse beziiglich der demographischen Fragen wurden in den geschlechtsbe-
zogenen Somatogrammen (Anhang Abbildungen 18 und 19) aufgefiihrt. Grofe und Ge-
wicht von 32 Jungen und 36 Médchen zeigten ein heterogenes Bild: 7 von 32 Jungen
lagen beziiglich ihrer GroB3e und ihres Gewichts au3erhalb der 3. bzw. 97. Perzentile. Von
diesen lagen zwei oberhalb der 97. Perzentile. Bei den Méddchen waren ebenfalls 7 von 36

auffillig. Auch hier lagen zwei Patientinnen oberhalb der 97. Perzentile.

II1.2.1 Sonderfille: Patienten mit auffilligen Gewichts- und Gréf3enangaben

Die Einzelfille, welche beziiglich Gewicht und GréBe derart aus der Gruppe herausfielen,
wurden genauer untersucht, um zu erfahren, ob sich eine Gedeihstorung aus der Kranken-
geschichte heraus erkldren lieBe. Vier der ménnlichen Patienten hatten multiple Diagnosen.
Zwei von ihnen waren beeintrachtigt im Rahmen ihres syndromalen Grundleidens (Patient
Nr. 16 und Nr. 57, Tabelle 8). Zusitzlich waren neurologische Pathologien, wie z.B. eine
Teilagenesie des Septum Pelluzidum, sowie eine Mikrozephalie diagnostiziert worden.
Bei den Médchen (Patientin Nr. 14, 109, 39, siehe Tabelle 8) gab es ebenfalls vier Kinder,
die syndromale Erkrankungen und andere Diagnosen aufwiesen, die in den meisten Fil-
len auch mit Wachstums- und Gedeihstérungen einhergehen konnen. Darunter fallen Er-
krankungen wie das Silver-Russel (Nr. 14) und das Apert-Syndrom (Nr. 109, Tabelle 8).
Die BMI-Berechnung der Kinder ergab fiir die Mddchen einen Mittelwert von 14,9. Der
kleinste BMI lag bei 9,46 (Patientin Nr. 14 mit Silver-Russel-Syndrom) und der grofite
Wert bei 18,58.

Bei den Jungen lag der mittlere BMI 16,06. Die Extremwerte ergaben als Minimum 11,52

und als Maximum 27,08.
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Tabelle 8: Ubersicht iiber die Kinder, die beziiglich ihrer KérpergroBe und -gewicht auBerhalb der altersent-
sprechenden Somatogramme anzusiedeln sind und mehrere Diagnosen aufwiesen

Patienten- GroBRe Gewicht Alter in Geschlecht Diagnose
nummer Monaten

120 78 10 36 m Dystrophie, Herzfehler
Dysmorphie
Pierre-Robin-Sequenz

16 86 10 60 m psychomotorische Retardierung
Mikrolarynx, Laryngomalazie
Balkenmangel
Teilagenesie des Septum Pellucidum

37 92 10,5 60 o VACTERL-Assoziation
Choanalstenose, Laryngomalazie
Mekoniumileus, Diinndarmnekrose mit
Teilresektion, Cholestase, Herzfehler,

! %6 12 > m Recurrensparese, Himangiom, Mikro-

cephalie

109 78 8,1 24 W Apert-Syndrom

14 86 7 48 A% Silver-Russel-Syndrom

39 110 13 96 W Llssencephalle, OAO, Krampﬂelden
Dysmorphie, Retrogenie

33 140 30 168 W Zungengrundtumor, pharyngeale Ein-

engung

I11.2.2 Allgemeine Angaben zu Befindlichkeit, Medikation und Bedarf an
therapeutischer Unterstiitzung

Aus den Angaben des Elternfragebogens zur momentanen Befindlichkeit ihrer Kinder
ergab sich, dass 54,4 % der Patienten (n=37/68) heute beschwerdefrei hinsichtlich der
Atemwege sind. 26,5% der Patienten (n=18/68) litten laut elterlicher Angaben inter-
mittierend an Atemnot, sobald sie einer Anstrengung ausgesetzt seien und bei 8,8 % der
Kinder (n=6/68) wurde eine gehaufte Infektanfilligkeit angegeben.

Auf die Frage, ob die Kinder regelméfig Medikamente einnehmen miissten, gaben
69,1% (n=47/68) der Eltern an, dass keine Dauermedikation vonndten sei, im Gegen-
satz zU 30,9 % (n=21/68), die eine Dauermedikation bejahten.

Die Angaben zur Befindlichkeit der Kinder und der regelmédfigen Medikation wurden
mittels Kreuztabelle néher untersucht (Abbildung 7): 21,6 % der Kinder, welche eigent-
lich von ihren Eltern als gesund bezeichnet wurden (n=8/37), miissen demnach weiterhin
Medikamente einnehmen. Von den Kindern, deren Eltern eine vermehrte Infektanfallig-
keit angaben, nahm genau die Hilfte regelméfig Medikamente ein, von sieben Kindern,
die intermittierend unter Atemnot in Ruhe litten, wurde eine Dauermedikation bei 57 %

(n=4/7) angegeben.
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Befindlichkeit und Medikation der Patienten (Angaben absolut)
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Abbildung 7: Die Eltern gaben im Fragebogen unter anderem an, ob ihre Kinder gesund seien, un-
ter Infekten oder Atemnot litten und ob sie regelmdBig Medikamente einndhmen. Die meisten El-
tern bezeichneten ihre Kinder als gesund (n=37), dennoch nahmen n=8 von ihnen Medikamente.

Zu den Fragen nach regelméBigem Sauerstoffbedarf sowie Inhalationstherapie, wurde be-
ziiglich des Sauerstoffs in 89,7% (n=61/68) der Fille mit nein geantwortet, entgegen
10,3 % (n="7/68) der Patienten, die dauerhaft Sauerstoff bendtigten. Die Frage nach Inha-
lationsbedarf der Kinder wurde von 76,5 % der Eltern (n=52/68) verneint und von 23,5 %
bejaht (Tabelle 9). Viele Eltern gaben zusitzlich an, ob und wann die Kinder Sauerstoft-
gabe benoétigten bzw. inhalieren mussten. Bei einigen war dies nur im Falle eines Infek-
tes oder nach Anstrengung (z.B. sportlicher Aktivitdt, Spielen) notwendig. Die meisten
Kinder, welche keinen Sauerstoff benotigten, mussten auch nicht inhalieren (Tabelle 9).
Tabelle 9: Gut erkennbar ist, dass die meisten Stridorpatienten im wei-

teren Verlauf weder auf intermittierende Sauerstoffgabe noch auf regel-
maéBige Inhalation angewiesen sind.

Angaben zu Sauerstoff- und Inhalationstherapie

Sauerstoff
nein ja Gesamt
Inhalation nein 49 3 52
ja 12 4 16
Gesamt 61 7 68
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Therapeutische Unterstiitzung, die nicht direkt in Verbindung mit Atemwegsproblemati-
ken stand, wie Ergotherapie, Logopadie, Krankengymnastik und Friihféorderung, nahmen
36 von 68 Kindern in Anspruch. Es sollte untersucht werden, ob die Kinder mit Atemge-
rdusch in der Vergangenheit insgesamt therapiebediirftig seien. Zusammengefasst wurden
die einzelnen Therapieformen schlieBlich quantitativ:

Es wurde ausgewertet, ob die Kinder eine, zwei oder mehr als zwei der Therapieformen
in Anspruch nahmen. 19 der 68 teilnehmenden Eltern (27,9% von n=68) gaben bei ih-
rem Kind mehr als zwei Therapieformen an, zehn Kinder erhielten eine, neun Kinder zwei
der angegebenen Therapieformen (14,7 % und 13,2% von n=68), wohingegen 30 Kinder

(44,1 % von n=68) keine der Therapieformen in Anspruch nahmen.

I11.2.3 Pulmonale Beeintriachtigung der Patienten im weiteren Verlauf

Auf die Frage, ob einer, zwei oder mehr Atemwegsinfekte {iber das vergangene Jahr auf-
getreten seien, gaben mehr als die Hélfte der Eltern (n=41/68; 60,3 %) an, dass es zu
mehr als drei Infekten gekommen sei. Die {librigen 39,7 % schrieben, dass ihre Kinder bis
zu drei Infekte im vergangenen Jahr gehabt hitten.

Besonders auffillig ist die hohe Inzidenz der Pseudokruppfille im Verlauf: 79,2 %
(n=54/68) der Eltern bejahten die Frage. Persistierende Atemgerdusche wurden von
32,4% der Eltern berichtet. Die maximale Dauer des Atemgerdusches betrug 120 Mona-
te, also 10 Jahre. Im Mittel persistierte das Gerdusch 26,6 Monate lang, also ca. 2 Jahre.
Von 68 Kindern hatten 66 kein bestehendes Asthma (97,1 % von n=68) und 58 (83,1 %)
keine anderen Allergien. Nach dem Auftreten von Asthma innerhalb der Familie gefragt,
gaben 72,1 % der Eltern an, keine Fille der Erkrankung zu kennen. Von Allergien in der
Familie berichteten 14,7 % der Eltern.

II1.2.4 Notwendigkeit weiterer Untersuchungen und Patienten- bzw. Eltern-
zufriedenheit am UKT

Die Mehrzahl der Patienten (64,7%, d.h. n=44/68) waren nach der ersten Bronchoskopie
nicht erneut untersucht worden. Bei 32,0% (n=22/68) der Kinder waren zwischen 1-5 weite-
re Bronchoskopien vorgenommen worden. Bei den Patienten zeigte sich im weiteren Verlauf
ein heterogenes Bild: 31 Kinder (45,6 % von n=68) waren lediglich einmal zur Bronchosko-
pie eingewiesen worden. 22 Kinder mussten 1-6mal stationédr aufgenommen werden (31,7 %
von n=68) und 15 Patienten (22,3 % von n=68) hatten im weiteren Verlauf 7-25 stationdre
Krankenhausaufenthalte.

Die Evaluation der Zufriedenheit der Eltern mit der Aufkldarung und ihrem Versténdnis fiir
die Notwendigkeit der Untersuchung, erfolgte durch Fragen nach der Komplikationsrate
im Anschluss an die Untersuchung sowie der Art und Lange des stationdren Aufenthaltes.

85,3 % (n=58/68) der Eltern erinnerten sich an keine Komplikation im Zusammenhang mit
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der Bronchoskopie. Zwei Familien (2,9 %) gaben an, dass eine Komplikation aufgetreten sei,
und 10,3% (n=7/68) gaben an, es sei zu mehreren Komplikationen gekommen, die dann in
einigen Fillen zu einem Intensivaufenthalt gefiihrt hitten.

58,8% der Patienten (n=40/68) mussten im Anschluss an die Untersuchung nicht
langer im UKT bleiben, 2 Patienten wurden kurzfristig auf einer Normalstation {iber-
wacht. 14,7% der Patienten (n=10/68) wurden einige Tage lang intensivmedizinisch
behandelt wéihrend 23,5 % (n=16/68) zusitzlich zur Intensiviiberwachung beatmet wer-
den mussten. 85,3 % der Eltern gaben an, sich gut aufgeklart gefiihlt zu haben und 77,9 %
waren der Ansicht, die Untersuchung sei absolut notwendig gewesen, um die Ursache des

Atemgerdusches bei ihrem Kind zu eruieren.

I11.2.5 Persistenz des Atemgerdusches zum Zeitpunkt der Umfrage (Hauptgruppe)

Von den 68 Elternpaaren, die die Fragebogen beantwortet hatten, gaben n=53 an, ob und
wie lange das Atemgerdusch bis zum Zeitpunkt der Umfrage persistiert hatte. Bei 32,2 %
(n=22/68) Kindern persistieren die AG.

In dieser Patientengruppe fand sich eine vergleichsweise grofle Anzahl der Kinder
(27,3%, n=6/22), die eine Grunderkrankung aufwiesen bzw. im Rahmen dieser einen
Herzfehler hatten (50%, n = 11/22) (Abbildung 8). Zu diesen Erkrankungen zihlen die
Pierre-Robin-Sequenz und CHARGE-Assoziation, die mit anatomischen Besonderheiten
im Bereich der Fazies und der Atemwege der Kinder einhergehen konnen. 59,1 % der Fil-
le (n=13/22), in denen eine LM diagnostiziert wurde (Abbildung 9), gingen mit einem
verldngerten Auftreten des Stridor einher. Alle diese Kinder wiesen zusitzliche Erkran-
kungen auf (Anhang Tabellen 52 und 53).

Unter den Kindern, bei denen das AG nicht persistierte (67,6 %, n=46/68), stellte sich
heraus, dass mit 56,2% (n=26/46), die Mehrzahl der 46 Patienten keine Grunderkran-
kung hatte (Abbildung 8). Einen Herzfehler hatten 32,6 % (n=15/46), neurologisch be-
eintrichtigt war ein Kind (2,1 %, n=1/46).

Bei 43,5% (n=20/46) der Patienten waren dennoch drei Diagnosen oder mehr parallel
gestellt worden. Darunter waren wiederum 12 Patienten mit einem Herzfehler. Einer von
thnen wies zusétzlich eine postoperative Recurrensparese auf.

Insgesamt war bei 32,6% (n=15/46) der Patienten eine LM diagnostiziert worden
(Abbildung 9), bei 15,2% (n=7/46) eine Tracheomalazie und bei ebenso vielen eine
Bronchomalazie (Abbildung 9). 2 der Patienten hatten diese Weichheit der Atemwege

kombiniert.

Es wird deutlich, dass viele der Kinder mit ldnger persistierenden Atemgerduschen multi-
morbide Patienten waren, bei denen das Symptom oftmals im Rahmen einer syndromalen

Grunderkrankung oder aufgrund anatomischer Besonderheiten auftrat.
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Grunddiagnosen Hauptgruppe (in %)

[l Patienten ohne bestehendes Atemgerausch

A Patienten mit bestehendem Atemgerdusch
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[ |

ohne syndromale neurologische Herzfehler
Grunderkrankung Grunderkrankung Pathologie

Abbildung 8: Grunddiagnosen der Patienten, in Relation zur Persistenz des AG. Es zeigt
sich, dass die Mehrzahl der Patienten, bei denen das Atemgerdusch nicht bis heute persi-
stierte, keine Komorbidititen aufweist. Bei den Kindern mit Atemgerdusch sind immerhin
fast 30 % mit syndromaler Grunderkrankung vertreten, was darauf hinweisen konnte, dass
anatomische Besonderheiten im Rahmen der Erkrankung mit ursdchlich am Symptom be-
teiligt sind. Mehrfachnennungen waren moglich, d.h. die Patienten wiesen die Diagnose
auch parallel auf.
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Abbildung 9: Atemwegsdiagnosen der Patienten mit und ohne persistierendes Atemgerausch.
Erstaunlicherweise wurde bei der Mehrzahl der Patienten, die ihr Atemgerdusch tiber das er-
ste Lebensjahr hinaus behielten, eine Laryngomalazie diagnostiziert, die sich eigentlich in den
meisten Féllen nach ldngstens 24 Monaten gebessert haben sollte. Mehrfachnennungen waren

moglich, d.h. die Patienten wiesen die Diagnose auch parallel auf.
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II1.2.5.1 Bestimmung der Wahrscheinlichkeit fiir eine Spontanremission des Atem-
gerdausches mittels Kaplan-Meier-Schétzer

Patienten <7. Lj (n=156)

davon ausgefiillte Fragebo-
gen (n=68)

davon Angabe, wie lange
das Atemgerausch bestand
(n=53)

h 4
Daten analysiert
n=>53 Patienten

Abbildung 10: Ausschnitt aus dem CONSORT-Statement Diagramm in
der Einleitung: Von 156 Patienten, die bei der Voruntersuchung unter
7 Jahre alt waren, hatten 68 den Fragebogen zuriickgeschickt. Davon
konnten 53 in die Kaplan-Meier-Analyse aufgenommen werden.

Auf Grundlage der Angaben in den Fragebogen zur Persistenz eines Atemgerdusches
bis zum Zeitpunkt der Umfrage wurden die Patienten mittels Kaplan-Meier-Schitzer
daraufhin untersucht, wie wahrscheinlich es ist, dass sich das AG im weiteren Verlauf
noch verliert. Dabei konnten von n=68 beantworteten Fragebégen 53 in die Schétzung
aufgenommen werden, bei denen erstens die vollstindige Angabe zur Persistenz des
Atemgerdusches und zweitens die Dauer der Persistenz vorlag (Abbildung 10).

Fiir die Dauer des Symptoms ergab sich ein Median von 30 Monaten (ca. 22 Jahre)
+/- 16,5 Monate. Das bedeutet, dass die Hélfte der Kinder das AG ungefédhr 22 Jahre
nach der fiberoptischen Untersuchung verloren hatte (Abbildung 11).

Bei 59,1 % (n=13/22) der Patienten, bei denen ein AG bis zum Zeitpunkt der Umfrage per-
sistierte, war eine Laryngomalazie diagnostiziert worden (Abbildung 9). Die Kinder wiesen
hdufiger syndromale Erkrankungen auf, welche anatomische Besonderheiten der Luftwege
mit sich bringen (z.B. Mikrolarynx), sowie schwerwiegende zusdtzliche Ursachen fiir ein

persistierendes AG (subglottische Stenosen und Trachealstenosen, vgl. Abbildung 9).
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Kinder unter 7 Jahre

L Persistenz der Atemgerdusche
—— Zensiert
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Abbildung 11: Kaplan-Meier-Kurve aus den Angaben der Eltern, nach wie vielen Monaten das
Atemgerdusch sistierte. Als Ereignis wurde ,,Atemgerdusch verloren* definiert. Die meisten Kin-
der verloren das Atemgerdusch vor dem 20. Lebensmonat. Zensierte Fille sind die Kinder, bei
denen das definierte Ereignis nicht eintrat.

I11.2.6  Persistenz des Atemgerdusches zum Zeitpunkt der Umfrage (Untergruppe)

Von den Patienten, welche zum Zeitpunkt der Untersuchung unter 7 Monate alt waren
(n=89/156), hatten 41 Elternpaare die Fragebdgen beantwortet. Bei diesen 41 Patienten
war von besonderem Interesse, ob diejenigen Kinder, bei denen eine Laryngomalazie
festgestellt worden war, das AG nach 1-2 Jahren ohne therapeutische Intervention ver-
loren hatten. Das Ergebnis zeigte, dass sowohl bei den Kindern, deren Eltern angegeben
hatten, das AG persistiere nach wie vor (seit mindestens 2 ' Jahren) als auch bei den
Kindern, deren Eltern kein Persistieren des Atemgerdusches bemerkt hatten, die LM die
haufigste Diagnose war (Abbildung 13). In der Gruppe der Patienten unter 7 Monate per-
sistierte das AG bei 24,4 % (n=10/41) der Kinder. Wie auch in der Hauptgruppe (Kinder
unter 7. Lj. bei Untersuchung) hatten die meisten der Kinder mit persistierenden AG syn-
dromale Grunderkrankungen, neurologische Pathologien oder Herzfehler, wohingegen
die Kinder, deren AG im weiteren Verlauf sistierten, weniger von diesen Erkrankungen
betroffen waren (Abbildung 12 und Anhang Tabellen 54 und 55).
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Grunddiagnosen Untergruppe (in %)
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Abbildung 12: Grunddiagnosen der Patienten mit und ohne persistierendes Atemgeriusch,
welche bei der Erstuntersuchung unter sieben Monate alt waren. Alle Diagnosen traten auch

kombiniert auf. Die Mehrheit Kinder, bei denen das Atemgerdusch persistiert, haben eine
Grunddiagnose.

Atemwegsdiagnosen Untergruppe (in %)

. Patienten mit bestehendem Atemgerausch
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Abbildung 13: Atemwegsdiagnosen der Patienten mit und ohne persistierendes Atemge-
rdusch, welche bei der Erstuntersuchung unter sieben Monate alt waren. Alle Diagnosen
traten auch kombiniert auf. Die Mehrheit Kinder, bei denen das Atemgerdusch persistiert,

hatten eine Laryngomalazie. Diese trat nicht isoliert auf, wodurch sich die Persistenz des
Symptoms erklart.

29



[11.2.6.1 Bestimmung der Wahrscheinlichkeit fiir eine Spontanremission des Atemgeréu-
sches mittels Kaplan-Meier-Schitzer

gen (n=41)

(n=31)

Patienten <7.Lm (n =89)
davon ausgefiillte Fragebo-

davon Angabe, wie lange
das Atemgerausch bestand

h 4

Daten analysiert
n=31 Patienten

Abbildung 14: Ausschnitt aus dem CONSORT-Statement Diagramm in
der Einleitung: Von 89 Patienten, die bei der Voruntersuchung unter 7 Mo-
nate alt waren, hatten 41 den Fragebogen zuriickgeschickt. Davon konnten

31 in die Kaplan-Meier-Analyse aufgenommen werden.

Beider Untergruppe von Patienten, die zum Zeitpunkt der Untersuchung unter 7 Monate alt

waren, konnten 31 mittels Kaplan-Meier-Schétzer analysiert werden (Abbildung 14). Die

Halfte der Kinder hatte ihr Atemgerdusch nach 12 Monaten verloren (Median 12,0 Mona-

te +/- 2,2). Auch hier zeigten sich die Kinder mit nach wie vor bestehenden Atemgerdu-

schen vielfach beeintrachtigt. Zwei Beispiele fiir Krankheitsbilder bei ldnger bestehen-

dem AG sind kombiniert auftretende LM-Fille mit Pierre-Robin-Sequenz, Mikrolarynx
und Retardierung (Patient Nr.16) und eine LM im Rahmen einer VACTERL-Assoziation
mit Trachealstenose, Bronchomalazie und Balkenmangel, sowie Septum Pellucidum-
Agenesie (Patient Nr. 57) (sieche Markierung in Abbildung 15).

Kinder unter 7 Monate
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Abbildung 15: Kaplan-Meier-Kurve aus den Angaben der Eltern, nach wie vielen Monaten das Atemge-
rdusch sistierte. Als Ereignis wurde ,,Atemgerdusch verloren* definiert. Die meisten Kinder verloren das
Atemgerdusch vor dem 13. Lebensmonat. Zensierte Félle sind die Kinder, bei denen das definierte Ereignis

nicht eintrat.
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I11.2.7 Fazit

Die Auswertung der Fragebdgen legt nahe, dass es sich in den meisten Fillen um gesunde
Kinder handelt, denen es — bisweilen im Rahmen von syndromalen oder angeborenen
Erkrankungen — gut geht. Die Frage, ob die Kinder pulmonal nach wie vor beeintrichtigt
seien, verneinten die Eltern mehrheitlich. Es bestand in den meisten Féllen kein Bedarf
an Sauerstoffgabe und Inhalation, allerdings wurde das Auftreten vermehrter Infekte an-
gegeben. Besonders auffillig war die hohe Inzidenz an Pseudokrupp-Erkrankungen im
Verlauf. Die Kinder, welche beziiglich Grof3e und Gewicht aufféllig waren, stellten sich
allesamt als beeintrdchtigt im Rahmen multipler Krankheitsbilder heraus.

Bei der Analyse, wie lange die Atemgerdusche persistierten, fiel auf, dass viele der Kin-
der, die das Atemgerdusch behielten, zusatzlich syndromale Erkrankungen und angeborene
Fehlbildungen haben (Abbildung 12 und Anhang Tabellen 54 und 55). 60,7 % der Patienten,
bei denen eine Laryngomalazie diagnostiziert worden war, hatten diese nicht isoliert, son-

dern ebenfalls im Rahmen anderer Erkrankungen.

III.3  Inter- und Intraobservervarianz der Videobefundung

I11.3.1 Interobservervarianz (n=100/100 Untersuchungen)

I11.3.1.1 Beurteilung der Qualitit der Authahmen

Im Rahmen der standardisierten Auswertung der Videobefundung durch drei verschie-
dene Untersucher war im Befundbogen die Anzahl der Wiederholungen, welche fiir des-
sen Beantwortung fiir n6tig gehalten wurden, abgefragt worden (Tabelle 10). Hierbei ergab
sich kein einheitliches Bild: die hdufigsten Wiederholungen benétigte Untersucher 2, der als
unerfahrenster Teilnehmer (ca. 50 Voruntersuchungen) mehr Wiederholungen benétigte als

Untersucher 1 (ca. 600 Voruntersuchungen) und Untersucher 3 (ca. 800 Voruntersuchungen).

Tabelle 10: Die zwei erfahreneren Untersucher schauten die Videos meist nur einmal an, um den Befundungs-
bogen auszufiillen. Der unerfahrenere Untersucher hingegen benétigte deutlich mehr Wiederholungen

Untersucher 1 Untersucher 2 Untersucher 3
Keine Angabe 52,0% 0,0% 6,0%
1 mal angesehen 43,8 % 4,0% 90,4 %
2 mal angesehen 52,0% 63,0% 9,6 %
3 mal angesehen 4,2% 33,0% 0,0%

Die Bildqualitét der zu beurteilenden Videosequenzen beschrieben alle drei Untersucher
iiberwiegend als ausreichend und gut.

Beziiglich der Aufnahmedauer der Videosequenzen gaben U 2 und 3 die Halfte der Videos
als lang genug an, nur U 1 befand lediglich ein Drittel der Videos fiir lang genug.
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Tabelle 11: Ubersicht iiber die Beurteilbarkeit der darzustellenden Strukturen.

Untersucher 1 Untersucher 2 Untersucher 3
Larynx 74 % gut 80% gut 81% gut
Weichgaumen 4% dargestellt 4% dargestellt 10 % dargestellt
Hypopharynx 84 % einsehbar 86 % einsehbar 84 % einsehbar
Aryknorpel 91 % einsehbar 99 % einsehbar 94 % einsehbar
Glottis 339% kompl. einsehbar 63 % kompl. einsehbar 46 % kompl. einsehbar
Subglottis 75 % einsehbar 76 % einsehbar 67 % ecinsehbar
Trachea 88 % einsehbar 87 % einsehbar 90 % einsehbar

Die Darstellung der anatomischen Strukturen, die in ihrer Sichtbarkeit und Beurteilbar-
keit eingeordnet werden sollten, ergab bei allen drei Untersuchern tendenziell dhnliche
Ergebnisse (Tabelle 11): Es fand sich keine auffallende Differenz zwischen den zwei
erfahreneren und dem unerfahreneren Untersucher. Die Beurteilbarkeit des Larynx, als
der Struktur, die in einer Vielzahl von Fillen die Ursache des Atemgerdusches bei den
Kindern aufzeigte, wurde von allen drei Untersuchern in jeweils ungefahr 80 % der Fille
mit ,,gut/ausreichend und in 20 % der Fille mit ,,schlecht” bewertet. Zur Darstellbarkeit
des Weichgaumens bei den Aufnahmen gaben alle drei Untersucher in der Mehrzahl der
Fille an, dieser sei nicht dargestellt worden und bei der Beurteilung des Hypopharynx ga-
ben alle drei Untersucher an, diese Struktur sei bei mindestens 80 % der Videosequenzen
sichtbar gewesen (Tabelle 11). Bei der Frage nach der Sichtbarkeit der Aryknorpel waren
wieder hohe Ubereinstimmungsgrade zu finden.

Die Glottis als relevante Struktur zur Diagnose eines Stridors, sollte in ihrer Sichtbarkeit
unter drei Gesichtspunkten beurteilt werden. Die Fragestellung war, ob die Glottis nicht,
nur das vordere Drittel, oder ob sie komplett eingesehen werden konnte.

Beziiglich der der optischen Beurteilbarkeit der Videos ergaben sich die geringste Interobser-

vervarianz und damit die hochsten Werte fiir den Korrelationsparameter Kappa (Tabelle 12).

Tabelle 12: Die Kappa-Werte fiir die Parameter beziiglich der Qualitét der Videos und Einsehbarkeit der Struk-
turen ergaben in vielen Fillen Werte, die im Bereich der geringen bis leichten Ubereinstimmung lagen (0,01-
0,2 = gering, 0,21-0,4 = leicht). Bei der Beurteilung des subglottischen Raumes und der Darstellung der Tra-
chea ergaben sich mittlere bis beachtliche Ubereinstimmung (0,41-0,6 = mittelmaBig, 0,61-0,8 = beachtlich).

Zu beurteilender Parameter Ul/2 U1l/3 U2/3
Bildqualitéit 0,179 -0,022 0,033
Aufnahmedauer 0,227 0,372 0,199
Beurteilbarkeit Larynx 0,33 0,201 0,288
Darstellung Weichgaumen 0,291 0,189 0,459
Darstellung Zungengrund 0,045 0,219 0,189
Darstellung Hypopharynx 0,216 0,182 0,295
Darstellung Aryknorpel -0,018 -0,078 -0,017
Glottis einsehbar 0,315 0,25 0,145
Subglottischer Raum einsehbar 0,703 0,422 0,538

Darstellung Trachea 0,592 0,314 0,461
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I11.3.1.2 Beurteilung vorliegender Entziindungszeichen

Tabelle 13: Ubersicht iiber das Vorliegen von Entziindungszeichen. Auffillig ist, dass mehrheitlich kei-
ne erhebliche Schleimhautschwellung oder Hyperdamie, wohl aber vermehrtes Sekret bei Moglichkeit der
Sekretpenetration gesehen wurde. Die Prozentwerte addieren sich nicht zU 100 %, da Einzelfille in dieser
Ubersicht nicht aufgefiihrt sind, sondern nur die hiiufigsten Nennungen.

Untersucher 1 Untersucher 2 Untersucher 3

ja nein ja nein ja nein
Schleimhautschwellung  42% 41% 49% 50% 35% 61%
Hyperimie 43 % 47% 38% 60 % 30% 62%
Sekret 47% 36% 54% 32% 53% 45%
Sekretpenetration 18% 72% 12% 84 % 20% 78%

Entziindungszeichen, die durch eine Schleimhautschwellung, Hyperdmie, vermehrtes
Sekret und Sekretpenetration in den Aditus laryngis definiert waren, beurteilten die
Untersucher ebenfalls sehr dhnlich (Tabelle 13):

Alle drei Untersucher gaben an, dass in den meisten Féllen weder eine Schleimhaut-
schwellung noch eine Hyperdmie sichtbar seien. Andererseits beurteilten sie tibereinstim-
mend bei der Mehrzahl der Videos erhebliche Sekretbildung. Sekretpenetration wurde
in der iiberwiegenden Mehrheit der Fille iibereinstimmend fiir moglich gehalten. Ein
gewisses MaB an Ubereinstimmung beziiglich der Einzelfille konnte beziiglich der Ent-
ziindungszeichen festgestellt werden, wie Tabelle 14 zeigt. Der Kappa-Wert von 0,543
zwischen U1 und U2 bei der Sekretpenetration kam jedoch mdglicherweise zufillig
zustande (Tabelle 14).

Tabelle 14: Auch die Kappa-Werte fiir die Entziindungszeichen lagen, wie schon an den Einzelergebnissen
der Untersucher sichtbar, im Bereich der geringen bis leichten Ubereinstimmung. Die einzige mittelméBige
Ubereinstimmung ergab sich zwischen Untersucher 1 und 2 beziiglich der Sekretpenetration.

Zu beurteilender Parameter Ul1/2 U1/3 U2/3
Schleimhautschwellung 0,231 0,223 0,26
Hyperimie 0,24 0,321 0,244
Sekret 0,377 0,115 0,191
Sekretpenetration 0,543 0,257 0,16
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I11.3.1.3 Diagnosestellung bei Videobefundung und Vergleich der Ergebnisse mit dem

Goldstandard

Diagnosen nach Videoansicht: Untersucher 1-3
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Abbildung 16: Die Videosequenzen von 89 Patienten unter 6 Monaten wurden in insgesamt 100 Unter-
suchungen befundet. Die Ergebnisse der Diagnosestellungen von U 1 zeigen die Tendenz, dass bei dieser
Gruppe von Patienten viele eine Laryngomalazie aufweisen. Sehr hoch ist bei U1 die Zahl der bei der
Videobefundung fraglichen Diagnosen. U 2 stellte auffallend haufig die Diagnose Laryngomalazie und be-
urteilte wesentlich weniger Félle als U 1 als nicht diagnostizierbar. Auch bei U 3 zeigt sich die hohe Anzahl
an Laryngomalaziefillen. Zudem fand dieser eine dhnlich hohe Quote fraglicher Diagnosen wie U 1.

Beziiglich der Diagnosen ergaben sich fiir die Ubereinstimmungsparameter zwischen den
drei Untersuchern niedrige Werte (Tabelle 15, Abbildung 16).

Die hiufigste Diagnose war bei allen drei Untersuchern — wie auch bei den urspriinglichen
Bronchoskopien — die Laryngomalazie. Sehr unterschiedlich war die Anzahl der Fille,
bei denen die Untersucher angaben, die Diagnose sei fraglich geblieben. Die einzige Dia-
gnose, die in fast gleicher Fallzahl bei allen dreien vergeben wurde, war die subglottische
Stenose (Abbildung 16).

Tabelle 15: Aus den Kappa-Werten fiir die Diagnosen lédsst sich geringe
Ubereinstimmung zwischen allen drei Untersuchern feststellen. Die Haufig-
keiten der Nennung einzelner Diagnosen stimmten zwar iiberein, aber nicht
bei den gleichen Patienten.

Ul1/2 U1/3 U2/3
Diagnose 0,095 0,117 0,235
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Uber die Interobservervarianz zwischen den einzelnen Untersuchern gibt die Analyse der
Kreuztabellen Auskunft:
Tabelle 16: Ubereinstimmung zwischen Untersucher 1 und 2 beziiglich der Diagnosen. Der geringe Kappa-

Wert wird deutlich, vor allem bei Betrachtung der Zahlen von Fillen, die als nicht diagnostizierbar beurteilt
wurden. Ubereinstimmend gestellte Diagnosen sind kursiv dargestellt.

Diagnosen U2 Gesamt U1
Diagnosen U1 Laryngomalazie | fraglich Recurrensparese
Laryngomalazie 36 2 0 48
fraglich 32 2 0 39
Recurrensparese 0 2 4 11
Gesamt U2 75 4 4 100

Zwischen Untersucher 1 und 2 gibt der Wert fiir Kappa von 0,095 eine sehr geringe Uber-
einstimmung an (Tabelle 15). U1 diagnostizierte insgesamt 48mal eine LM, U2 gab die
Diagnose 75mal an (Tabelle 16). Ubereinstimmungen bei den gleichen Filllen gab es bei
den beiden Untersuchern fiir diese Diagnose bei 36 Fillen. Dahingegen diagnostizierte
U2 bei 32 Féllen ebenfalls eine LM, bei welchen U 1 angegeben hatte, die Diagnose blei-
be fraglich (Tabelle 16). Die Diagnosen Hamangiom und Reflux wurden von U1 nicht
gestellt. Bei den Féllen (n=5), in welchen U2 ein Himangiom gesehen hatte, stellte U 1
bei zwei Fillen keine eindeutige Diagnose und bei drei Féllen eine LM fest. Der Reflux-
Fall, den U 2 erkannte, erhielt von U 1 ebenfalls die Diagnose LM.

Tabelle 17: Ausschnitt aus der Tabelle zur Ubereinstimmung zwischen Untersucher 1 und 3 beziiglich der
Diagnosen. Die Anzahl der Videos, bei denen beide die Diagnose als fraglich bezeichneten, ist &hnlich hoch
(U1=39, U3=26), stimmt aber nur in wenigen Fillen iiberein. Ubereinstimmend gestellte Diagnosen sind
kursiv dargestellt.

Diagnosen U3 Gesamt
Diagnosen U1 Laryngomalazie | fraglich | Recurrensparese
Laryngomalazie 26 14 2 48
fraglich 20 12 1 39
Recurrensparese 5 0 4 11
Gesamt 51 26 7 100

Das MaB der Ubereinstimmung zwischen U1 und 3 liegt mit k=0,117 (Tabelle 15) nur
knapp iiber dem Wert, welcher eine minimale Ubereinstimmung der Ergebnisse zwischen
U1 und 2 anzeigte (Tabelle 15). 26 Fille von LM wurden von beiden Untersuchern bei
den gleichen Patienten angegeben. Da beide Untersucher in etwa der Hélfte der gesamten
Fille eine LM diagnostizierten, entspricht dieses Ergebnis wiederum ca. 50 % dieser Fille.
Auch hier wurden jedoch bei Patienten, deren laryngoskopisches Bild U1 als ,,fraglich*
bezeichnete (n=39), 12 ebenfalls als ,,fraglich* beurteilt und 14 mit ,,Laryngomalazie®, d.h.
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bei iiber der Hilfte der Fille gab es zwischen den Untersuchern keine Ubereinstimmung.
Betrachtet man die iibrigen Diagnosen, so kommt es bei einigen trotz des geringen Wer-
tes flir Kappa zu Fillen, in denen die Untersucher sich einig waren. Von 11 Fillen mit
Recurrensparese, welche U 1 bezeichnete und 7 Féllen von U 3, stimmten sie in 4 Féllen
tiberein (Tabelle 17).

Tabelle 18: Ubereinstimmung zwischen Untersucher 2 und 3 beziiglich der Diagnosen. Vor allem bei den
Fillen, in denen eine Laryngomalazie diagnostiziert wurde, finden sich Ubereinstimmungen. U2 diagnosti-
zierte eine LM bei insgesamt 75 Fillen, U3 bei 51. Eine Ubereinstimmung beziiglich der Fille gab es in 45
Féllen. Zwei Fille wurden von beiden Untersuchern iibereinstimmend als Subglottische Stenose erkannt.
Ubereinstimmend gestellte Diagnosen sind kursiv dargestellt.

Diagnosen U3 Gesamt U2
Laryngp- Revsibain Recurrens-| subglottische
malazie parese Stenose

Laryngo- 45 17 3 0 75
Diagnosen U2 |malazie

fraglich 0 4 0 0 4

Recurrens- 1 0 3 0 4

parese

subglottische 0 0 0 P )

Stenose
Gesamt U3 51 26 7 2 100

Zwischen U2 und 3 ergab Kappa einen Wert von 0,235 (Tabelle 15). Man kann somit von
einer geringen Ubereinstimmung sprechen. Die Diagnose Laryngomalazie wurde von U2
75mal vergeben und von U3 51mal (Tabelle 18). Dabei stimmten sie in 45 Fillen iiber-
ein. Drei Fille von Recurrensparesen stimmten iiberein, wobei U2 die Diagnose viermal
vergab und U 3 siebenmal (Tabelle 18). Zwei Fille wurden von beiden Untersuchern als
subglottische Stenosen gewertet und zwar {libereinstimmend.

Sehr hohe Diskrepanz konnte man bei den Féllen erkennen, bei welchen U3 eine
fragliche Diagnose angab. So bezeichnete U2 genau 17 dieser insgesamt 26 Fille als
Laryngomalazie-Patienten. Dahingegen vergab er nur in 4 Fillen ebenfalls eine ,,fragli-
che* Diagnose (Tabelle 18).

Als Goldstandard der Atemwegsdiagnosen dienten die Diagnosen, welche auf der Ana-
mnese sowie klinischen und bronchoskopischen Untersuchung basierten. Es sollte nun
untersucht werden, inwieweit die Diagnosen der Untersucher bei der Videobefundung
mit den urspriinglich gestellten Diagnosen iibereinstimmten.

Von 100 Videosequenzen waren im Rahmen der ersten Bronchoskopie 95 Fille mit min-
destens einer umschriebenen Atemwegsproblematik aufgefunden worden, die fiir das

Atemgerdusch ursdchlich waren. 5 Videos wiesen Grunddiagnosen auf, die mit bron-
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choskopischer Sicht auf Larynx und tiefere Atemwege nicht diagnostiziert werden konn-
ten. Darunter fielen syndromale Erkrankungen oder Systemerkrankungen, die sich nur
im Zusammenhang mit dem klinischen Bild diagnostizieren lassen bzw. nicht oder nicht
nur die Atemwege betreffen (Herzfehler, Zystische Fibrose, Morbus Down und Media-
stinalabszess).

187 Atemwegsdiagnosen wurden insgesamt gestellt (Anhang Tabelle 56). Die unten ste-
hende Abbildung zeigt die Auswahl der hiufigsten Diagnosen.

Atemwegsdiagnose Goldstandard Untergruppe

.Anzahl Diagnosen (absolut) Anzahl der Patienten (in %)

47 49,5
I! 17 17,9 22 23,2 21 22,3
9 95
6 32 5 27
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Abbildung 17: Die Abbildung zeigt die Auswahl der haufigsten Goldstandarddiagnosen und die Angabe,
wie viel Prozent der Patienten die jeweilige Diagnose aufwiesen. Dabei waren mehrere Mehrfachnennun-
gen moglich. Es zeigte sich analog zu den Ergebnissen der Untersucher in der Videobefundung eine relativ
hohe Anzahl von Patienten mit Laryngomalazie.

Tabelle 19: Ubersicht iiber die errechneten Kappa-Werte der einzelnen Untersucher
im Vergleich zum Goldstandard. Die einzige perfekte Ubereinstimmung erzielte
U 2 bei den Himangiom-Féllen. Gold = Goldstandard, U 1-3 = Untersucher 1-3.

Gold/U1 Gold/U2 Gold/U3
Laryngomalazie 0,098 0,262 0,281
Recurrensparese 0,511 0,286 0,298
Subglottische Stenose 0,185 0,342 0,342
0OAO 0,0 0,0 0,113
Himangiom 0,0 1,0 0,0

Die Kappa-Werte zeigten, dass — verglichen mit dem Goldstandard — anhand der Videobe-
fundung in der Mehrzahl der Fille keine iibereinstimmende Diagnose gestellt wurde.

Bezogen auf die Goldstandarddiagnose ,,Laryngomalazie* ergaben sich Kappa-Werte im
Bereich einer ,,leichten* Ubereinstimmung (Lanpis und Kocn 1977) bei U2 und U3
(Tabelle 19). Bei U 1 zeigte der Kappa-Wert von 0,098 eine nach Landis und Koch 1977

»geringe* Ubereinstimmung.
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Bezogen auf die Goldstandarddiagnose ,,Recurrensparese* diagnostizierte U 1 in 9 Féllen
ibereinstimmend eine Recurrensparese und in 78 Féllen zutreffend keine, wodurch sich
fiir diese Diagnose eine mittlere Ubereinstimmung ergab. U2 erkannte n=4 der Recur-
rensparesen und U 3 erkannte n=5 (Tabelle 19).

Eine Obere Atemwegsobstruktion (OAO) diagnostizierte lediglich U3, davon 1 (von 6
insgesamt) richtig.

Die fiinf Videosequenzen mit einem Hdamangiom im Larynxbereich wurden von U2 in
jedem Fall richtig erkannt (Tabelle 19: Kappa = 1). Beide Videos, in denen urspriinglich
eine subglottische Stenose diagnostiziert worden war, wurden von U2 und U3 richtig
beurteilt. Trotzdem ergab sich eine geringe Ubereinstimmung aufgrund falsch positiv dia-
gnostizierter Félle (Tabelle 19).

Von U1 wurde n=1 LM, von U2 n=9 LM nicht erkannt. Somit wurden diese zehn Se-
quenzen allein anhand der Videodokumentation falsch negativ befundet. Von den neun
Féllen, welche U 2 als nicht pathologisch bezeichnete, waren drei auch bei der als Gold-
standard definierten Untersuchung {ibereinstimmend diagnostiziert worden. Die iibrigen
Fille waren unterschiedlich zusammen gesetzt aus Trachealstenosen, Tracheomalazien,
Bronchusstenosen, Bronchomalazien und deren Kombinationen. Der Fall, den U3 als
nicht pathologisch einstufte, war als Bronchomalazie diagnostiziert worden.

Wiederum falsch negativ beurteilt wurden einige der 21 nach dem Goldstandard diagnosti-
zierten Recurrensparesen: U1 erkannte 52,4% (n=11/21) nicht, bei U2 waren es 66,7 %
(n=14/21)und U3 sah 71,4% (n=15/21) der Recurrensparesen nicht als solche an.

I11.3.1.4 Einteilungen nach Holinger, Shah und Sivan

Die flinf Laryngomalazie-Typen nach der Einteilung Holingers 1982, stellen die dlteste
der in dieser Studie untersuchten Systematiken dar. Wie schon im Grundlagen-Kapitel
beschrieben, handelt sich hierbei um eine rein deskriptive Einteilung der funktionellen
Anatomie der Verlegung der Atemwege.

Die einzelnen fiinf Typen sind nicht in allen Fillen unabhédngig voneinander zu beschrei-
ben, weil sie sich auf unterschiedliche Strukturen des Larynx beziehen, die unterschied-
lich und in unterschiedlichem Ausmal} betroffen sein konnen (HorLinGger 1997). Somit
waren Angaben zu Kombinationen der Typen mdglich. Die meisten Kombinationen
wihlte U1. U2 und U3 bezeichneten jeweils nur einen Fall als Kombination aus den

Kategorien Holingers (Tabelle 20).
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Tabelle 20: Ubersicht iiber die Anwendung der Einteilung nach Holinger fiir die drei Untersucher. Die
Ergebnisse fielen sehr unterschiedlich aus. So wihlte Untersucher 1 viele Kombinationen der einzelnen Ty-
pen, wohingegen seine Kollegen alle Félle bis auf einen (nicht ibereinstimmend) in die fiinf vorgegebenen
Kategorien einteilten.

Einteilung nach Holinger Untersucher 1 Untersucher 2 Untersucher 3
Typ 1 11 54 7
Typ 2 9 10 14
Typ 3 16 12 11
Typ 4 3 2 1
Typ 5 0 6 12
Kombinationen:

Typ 1+2 15 1 0
Typ 2+3 13 0 0
Typ 2+4 5 0 0
Typ 3+4 7 0 0
Typ 1+3+4 2 0 0
Typ 2+5 0 0 1
Typ 1+3 2 0 0
Typ 1+4 3 0 0
Nicht einzuordnen: 14 15 54

Alle drei Untersucher beschrieben die funktionelle Anatomie der meisten Félle als kate-
gorisierbar durch Typ 1-3. Dennoch war die Einteilung der Untersucher nicht einheitlich:
U 1 beschrieb fast ebenso viele Félle als Typ 3 (n=15/100) wie als Kombination aus Typ
1+2 (n=16/100), U 2 kategorisierte die meisten Fille als Typ 1 (n=54/100) und U 3 die
meisten als Typ 2 (n=14/100).

Es zeigten sich weitere Differenzen auf bei der Bewertung, wie viele der Videosequenzen
nicht mit dem Holinger-Befundungsschema einzuteilen seien: U1 und U2 befanden 15
bzw. 14 Fille als nicht einteilbar. U 3 beschrieb dagegen 54 Fille als nicht kategorisierbar
nach Holinger (Tabelle 20).

Tabelle 21: Aus den Kappa-Werten fiir die Einteilung nach Holinger 14sst sich eine hohe Interobservervari-
anz ersehen. Alle drei Werte bewegen sich im Bereich einer als gering zu bezeichnenden Ubereinstimmung.

Ul1/2 U1/3 U2/3
Kappa fiir die Einteilung nach Holinger 0,044 0,063 0,09

Die Interobservervarianz (IOV), die sich fiir die Anwendung der Einteilung nach Holin-
ger ergibt, ist bei allen drei Untersuchern hoch (Tabelle 21). Die Kategorien wurden sehr
unterschiedlich angewendet wie die Einzelergebnisse der Untersucher zeigten: U 1 wihl-
te auffallend viele Kombinationsmdglichkeiten (Tabelle 20) im Gegensatz zu seinen bei-
den Kollegen. Beziiglich der Angabe, welche Fille nicht nach Holinger zu kategorisieren
seien, gingen schon die Nennungen der Untersucher stark auseinander und so stimmten
auch die Einzelfille selten iiberein (Tabelle 21).
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Die Einteilung nach Shah von 1998 stellt eine Vereinfachung der 5 Typen nach Holinger
dar (Abbildung 1). Die anatomische Darstellung Shahs als ,,postero-lateraler®, ,,posteriorer*
und ,,anteriorer Kollaps und Kombinationen aus diesen Lokalisationen wurde zur Auswer-
tung der Interobservervarianz nochmals vereinfacht: Die Angaben der Untersucher wurden

in ,,posterior®, ,,anterior* und ,,keine Angabe moglich* aufgeteilt (Tabelle 22).

Tabelle 22: Ubersicht iiber die Anwendung der Einteilung nach Shah fiir die drei Untersucher. Die Ergeb-
nisse fielen sehr unterschiedlich aus. So wéhlte Untersucher 1 viele Kombinationen der einzelnen Typen,
wohingegen seine Kollegen alle Félle bis auf einen (nicht {ibereinstimmend) in die drei vorgegebenen
Kategorien einteilten.

Einteilung nach Shah Untersucher 1 Untersucher 2 Untersucher 3
Anterior 41 40 7
Posterior 15 45 27
Angabe nicht moglich 24 15 71

U1 sah bei den meisten Féllen (n=41/100) einen von der Epiglottis (und damit von an-
terior) ausgehenden Kollaps der Atemwege. U 2 hingegen beschrieb genau das Gegenteil
bei der Mehrzahl der Videos (n=45/100). U3 gab bei 71 Féllen an, die Angabe zur Ein-
teilung nach Shah nicht machen zu konnen. Diese gegensitzlichen Ergebnisse spiegeln

sich in den Berechnungen der Kappa-Werte wider:

Tabelle 23: Aus den Kappa-Werten fiir die Einteilung nach Shah lésst sich eine hohe Interobservervarianz
ersehen. Alle drei Werte bewegen sich im Bereich einer als gering zu bezeichnenden Ubereinstimmung.
Der negative Wert bei U 1/U 3 zeigt eine Ubereinstimmung an, die sicher als zufillig zu werten ist.
u1l/2 U1/3 U2/3
Kappa fiir die Einteilung nach Shah 1 0,082 -0,004 0,018

Die I0V-Analyse zeigt die geringe Ubereinstimmung bei der Beurteilung der larynge-
alen Strukturen nach Shah. Zwischen U 1 und 2 betrug dieser 0,082 (Tabelle 23). Einen
von posterior ausgehenden Kollaps der Glottis beschrieben U1 und U2 gleichermallen
in 18 von 100 Féllen. 16 von 100 Félle bezeichneten beide als einen von der Epiglottis
(anterior) ausgehenden Kollaps und 7 Félle wurden iibereinstimmend als nicht einteilbar
beschrieben.

Die Ergebnisse der Berechnungen fiir Kappa zwischen U 1 und U 3 sind ebenfalls in den
meisten Féllen nicht iibereinstimmend: Beziiglich der Fille, in denen der Kollaps von po-
sterior ausging, stimmten sie in 9 von 100 Fillen iiberein. Die Fille, in denen ein Kollaps
von anterior beschrieben werden sollte, stimmten komplett nicht {iberein (n=0/100). Bei
18 von 100 Féllen wurde von beiden Untersuchern einstimmig die Einteilung nach Shah
als nicht anwendbar bezeichnet.

Bei U2 und U3 gab es beziiglich der Einteilung folgende Ergebnisse: Ein posteriorer
Kollaps wurde gleich in 10 Fillen, ein anteriorer in 2 Féllen beschrieben. Die Einteilung

wurde als nicht anwendbar ibereinstimmend bei 13 Fillen bezeichnet.
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Tabelle 24: Ergebnisse der drei Untersucher beziiglich der Einteilung nach Shah 1998 beziiglich moglicher
Reflux- und Aspirationszeichen. Tendenziell wurden bei den meisten Féllen weder Reflux-, noch Aspirati-
onszeichen wahrgenommen.

Einteilung nach Shah

(Refluxzeichen und Aspiration) Untersucher 1 Untersucher 2 Untersucher 3
Refluxzeichen ja 18 0 29
Refluxzeichen nein 82 100 71
Aspirationszeichen ja 9 2 19
Aspirationszeichen nein 91 98 81

Beziiglich der Bewertung Shahs, ob bei den Patienten eine Refluxsymptomatik laryngo-
skopisch festzustellen war, ergab sich bei U1 in 18 Fillen ein Reflux, bei U2 in keinem
Fall und nach U 3 bei 29 Patienten (Tabelle 24).

Tabelle 25: Aus den Kappa-Werten fiir die Einteilung der Reflux- und Aspirationszeichen nach Shah ldsst
sich eine hohe Interobservervarianz ersehen. Alle Werte bewegen sich im Bereich einer als gering zu be-
zeichnenden Ubereinstimmung. Da U2 bei allen Fillen Refluxzeichen als nicht vorhanden beschrieb,
konnte kein Kappa errechnet werden.

Kappa fiir die Einteilung nach Shah 2 U1/02 U1/U03 U2/U03
Reflux - 0,043 -
Aspiration -0,034 0,105 -0,038

Die Interobservervarianz zwischen U1 und 3 war mit einem Kappa von 0,043 sehr
hoch, d.h. die Refluxsymptomatik wurde bei unterschiedlichen Fillen diagnostiziert
(Tabelle 25). Ubereinstimmend beschrieben sie vorliegende Refluxzeichen bei 6 Fillen
und als nicht vorliegend bei 59 von 100 Fillen. Kappa konnte fiir U2 nicht errechnet
werden, da dieser in allen Fillen Refluxzeichen als nicht vorhanden angab.

Beziiglich deutlich sichtbarer Aspirationszeichen gingen die Ergebnisse der beiden Un-
tersucher U1 und U2 so weit auseinander, dass Kappa einen negativen Wert annahm
(-0,034, Tabelle 25). Bei den meisten Patienten wurden keine Aspirationszeichen erkannt
und diese Fille stimmten auch bei beiden Untersuchern in 89 Fillen von 100 iiberein,
aber die Fille, welche Aspirationszeichen aufwiesen, wurden nicht iibereinstimmend
bewertet (n=0/100).

Zwischen U 1 und 3 fand sich eine geringe Ubereinstimmung (Kappa = 0,105). Keine Aspi-
rationszeichen sahen U 1 und U 3 iibereinstimmend in 75 Féllen, in drei Fallen wohl.
SchlieBlich ergab sich wiederum ein negativer Wert fiir Kappa (-0,038, Tabelle 25) beim Ver-
gleich der Werte von U2 und 3. Hier stimmten 79 Fille iiberein, in denen keine Aspiration

vorlag, jedoch keiner der Félle, in denen doch Aspirationszeichen beschrieben wurden.
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Das Befundungsschema Sivans bezieht sich auf die anatomische Stellung der Aryknorpel
und der Epiglottis. Zur besseren Auswertbarkeit wurde eine Vereinfachung der Einteilung
nach Sivan vorgenommen, indem der Kollaps der Aryknorpel quantitativ in ,,bis 50 %
(Typ 1-2 nach Sivan) und ,,iiber 50%* (Typ 3—4 nach Sivan) zusammengefasst wurde.
Analog wurde der Epiglottisscore vereinfacht (Tabellen 26 und 27).

Tabellen 26 und 27: Die Tabellen zeigen die Ergebnisse der Untersucher beziiglich der Einteilung nach
Sivan (2006). U 1 beschrieb die meisten Falle als ,,Kollaps mit bis zu 50 % der Stimmbénder bedeckt™, U2
wihlte den ,,Kollaps mit iiber 50 % der Stimmbénder bedeckt* am haufigsten und U 3 beschrieb die meisten
Fille als nicht einteilbar nach diesem Score. Bei der Beschreibung der Epiglottis hatten U2 und U 3 dhnlich
oft angegeben, die Einteilung nicht anwenden zu kdnnen.

Einteilung nach Sivan: Aryknorpel Untersucher 1  Untersucher 2  Untersucher 3
nicht moglich 20 10 57
Kollaps + bis 50 % der Stimmbéinder bedeckt 57 33 25
Kollaps + iiber 50 % der Stimmbénder bedeckt 23 57 18
Einteilung nach Sivan: Epiglottis Untersucher 1  Untersucher 2  Untersucher 3
nicht moglich 24 75 65
Einrollen ohne Kontakt der Kanten 56 14 29
Einrollen mit Kontakt der Kanten 20 11 6

U 1 gab bei 57 Videosequenzen einen Kollaps der Aryknorpel in die Glottis an, sodass bis
zu 50 % der Stimmbénder bedeckt wurden, U2 gab 57mal an, dass tiber 50 % der Stimm-
bander bedeckt seien und U3 beschrieb 57 Fille als nicht einteilbar nach diesem Score
(Tabelle 26).

Die Stellung der Epiglottis (Tabelle 27) gab U 1 in der Mehrzahl (56 % von n=100) als
,Einrollen ohne Kontakt der lateralen Kanten* an, wihrend seine Kollegen annéhernd
gleich haufig angaben, die Einteilung nach dem Epiglottisscore nicht vornehmen zu kon-
nen (U2 n=75/100 und U3 n=65/100).

Tabelle 28: Kappa-Werte fiir die Einteilungen nach Sivan. Ein hoheres MaB an Ubereinstimmung
als 0,291 (=leichte Ubereinstimmung) ergab sich fiir keinen der Parameter.

Kappa fiir die Einteilung nach Sivan U1/2 U1/3 U2/3
Kappa Aryknorpelscore 0,137 0,217 0,05
Kappa Epiglottisscore 0,083 0,164 0,291

Die Interobservervarianz (IOV) beziiglich der Wahl des Aryknorpel-Scores bei den ein-
zelnen Fillen war zwischen U1 und U2 hoch mit einem Wert von 0,137. Nach Viera
(2005) kann man von einer allenfalls geringen Ubereinstimmung sprechen. U1 und U3
erreichten eine leichte Ubereinstimmung mit 0,217 (Tabelle 28). Den héchsten Kappa-
Wert erreichten U2 und U 3 beim Epiglottisscore mit 0,291.

Beziiglich der Nennungen einzelner Kategorien nach Sivan zeigten sich zwar dhnliche
Bewertungstendenzen zwischen den Untersuchern (z.B. U1 und U2, Anhang Abbildun-

gen 20 und 21), dennoch stimmten wenig Einzelfille iiberein. Die leichte Ubereinstim-
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mung (Kappa = 0,217) zwischen U 1 und U 3 ist ebenso erkennbar. Beim Epiglottisscore
ergab sich zwischen U2 und U3 bei der Mehrzahl der Fille, in denen sie den Epiglot-
tisscore nicht hatten anwenden kénnen, eine Ubereinstimmung (n = 56/100, Tabelle 28,
Anhang Abbildungen 20 und 21).

I11.3.1.5 Fazit

Die Ergebnisse der [OV-Analyse mittels Videobefundung fielen unterschiedlich aus: Ver-
einzelt kam es zu guter Ubereinstimmung, so z.B. beziiglich der Beurteilung der Glottis
und Subglottis, sowie der Trachea (Tabelle 14). Hier ergaben sich zwischen allen drei
Untersuchern Werte fiir Kappa, die auf eine dhnliche Beurteilung der Sequenzen hinwei-
sen. Bei der Kategorisierung der Laryngomalazie nach Holinger, Shah und Sivan konnte
man in keinem Fall von hoher Ubereinstimmung der Ergebnisse sprechen (Tabellen 21,
23, 25,26 und 27).

Der hochste Wert fiir Kappa ergab sich zwischen U 1 und U 2 (Maximalwert = 0,703), was
einer beachtlichen Ubereinstimmung entspricht. Der Mittelwert aller Ubereinstimmungs-
male lag hier bei 0,259 (Median=0,229, Tabelle 29). U 1 und U 3 hatten einen Maximal-
wert fiir Kappa von 0,483 und den geringsten Mittelwert 0,189. Zwischen U2 und U3
ergab sich maximal ein Kappa von 0,682, bei einem Mittelwert von 0,224 (Tabelle 29).
Die geringste Ubereinstimmung bestand somit zwischen den beiden erfahrenen Untersu-
chern U1 und U3.

Tabelle 29: Mittelwerte, Median und Maximalwerte fiir die Kappa-Er-

gebnisse. Die schlechteste Ubereinstimmungstendenz ergab sich zwi-
schen U1 und U2.

Untersucher Uul/2 U1/3 U2/3
Mittelwert 0,259 0,189 0,224
Median 0,229 0,201 0,195
Maximalwert 0,703 0,483 0,682

I11.3.2 Intraobservervarianz der Videobefundung

I11.3.2.1 Intraobservervarianz (n=21/100 Videos)

Von den insgesamt 100 Bronchoskopievideos wurden n=21 Sequenzen von jedem Unter-
sucher ein zweites Mal befundet und schlieBlich wurden wiederum n=38 dieser 21 Videos
ein drittes Mal befundet, um die ItrOV zu bestimmen und um zu untersuchen, ob und wie
diese sich bei direkt aufeinanderfolgendem Befunden veréndert. Die Ergebnisse der Ein-

teilungen nach Holinger, Shah und Sivan zeigten ein sehr heterogenes Bild (Tabelle 30).
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Tabelle 30: Dargestellt sind die Kappa-Werte, die sich beim Vergleich der Ergebnisse jedes einzelnen
Untersuchers ergeben. Es ergibt sich ein sehr heterogenes, schwer zu interpretierendes Bild von Werten.
U1 und U2 gaben bei der Frage nach Refluxzeichen (U 2) bzw. Aspirationszeichen (U 1) bei der ersten Be-
fundung zwei Méoglichkeiten an, bei der zweiten Befundung nur eine, so dass kein Kappa errechnet werden
konnte. Sivan 1 = Aryknorpel-Score, Sivan 2 = Epiglottis-Score, n.b. = nicht bestimmbar, k. Asp. = keine
Aspiration, post. = posterior

L . Shah Shah Shah
Einteilungen = Holinger . L. Sivan 1 Sivan 2
anatomisch (Reflux) (Aspiration)
Kappa U1l
0,237 0,02 -0,091 n.b. 0,359 0,5
(21/100)
Kappa U1l
0,289 0,333 0,333 0,6 0,2 0,467
(7/21)
Kappa U2
0,168 -0,135 n. b. 2x k. Asp. 0,222 0,351
(21/100)
Kappa U2
0,040 0,5 0,091 2x k. Asp.  -0,185 0,158
(7/21)
Kappa U3
-0,017 0,043 -0,167 -0,086 0,147 0,252
(21/100)
Kappa U3
-0,333 0,467 0,0 -0,143 0,407 0,091
(7/21)
Kappa HNO 1
-0,018 2x alle post. 0,158 0,467 0,111 0,304
(7/21)
Kappa HNO 2
/21) 0,347 2x alle post. 0,714 2x k. Asp.  -0,026 0,556

Ahnliche Tendenzen ergaben sich lediglich bei zwei der Einteilungen: Das hochste Ma3
an ItrOV konnte bestimmt werden beziiglich der anatomischen Einteilung nach Shah
(Ul =0,02, U2 =-0,135, U3 = 0,043). Auch die Werte fiir die Kategorisierung nach
Holinger bewegten sich einheitlich im Bereich des Zufalls bis hin zu leichter Uberein-
stimmung (U1 = 0,237, U2 = 0,168, U3 =-0,018). Vereinzelt ergaben sich hohe Werte:
So wurde die Einteilung nach Holinger und auch nach Sivan von U 1 zweimal dhnlich an-
gewendet, so dass man von einer leichten bis mittleren Ubereinstimmung sprechen kann.
U2 befundete die Videos zweimal gleich beziiglich der Aspirationszeichen nach Shah
und dhnlich nach Sivan 1 (Aryknorpel-Score). Bei U 3 ergaben sich fiir alle Einteilungen

geringe Ubereinstimmungsmale.

I11.3.2.2 Intraobservervarianz (n=8/21 Videos)

Die nochmalige Befundung von 8 der 21 Videos, die in die ItrOV-Analyse einbezogen
waren, ergab ebenfalls keine einheitlich bessere oder schlechtere Tendenz der Werte. Le-
diglich fiir die Einteilung nach Holinger ergaben sich einheitlich bei allen Untersuchern
keine hoheren Werte als 0,347, was fiir eine leichte Ubereinstimmung spricht. Sowohl bei
den drei Untersuchern aus der Kinderpulmologie, als auch bei den HNO-Fachirzten erga-
ben sich weit gestreute Werte: U 1 befundete die Videos in allen Einteilungen mit hoherer

Ubereinstimmung als bei der ersten ItrOV-Analyse (Tabelle 30). Am wenigsten stimmten
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seine Ergebnisse bei der Kategorisierung nach Holinger iiberein, was sich u.a. in der
unterschiedlichen Auswahl der zahlreichen Kombinationsmoglichkeiten zeigte: bei
der ersten Analyse wihlte er die Kategorien 1, 3, 4, 6 und 7, bei der zweiten Analyse
Kategorien 0, 1, 3, 6 und 7. Zweimal teilte er 3 von insgesamt 4 Videos gleichermallen als
Kategorie 7 ein, doch die {ibrigen Fille befundete er nicht gleich (Kategorien siehe Tabellen
33, 34 und 36).

Bei den Kappa-Werten fiir U2 war keinerlei Verbesserung der Ergebnisse erkennbar.
Lediglich bei der Einteilung nach Shah erzielte er eine gute Ubereinstimmung bei der
nochmaligen Befundung von 8 der 21 Videos (Kappa = 0,5 Tabelle 30), alle anderen Er-
gebnisse fielen jedoch schlechter aus, wobei wieder die Kategorisierung nach Holinger
und diesmal auch nach Sivan die niedrigsten Werte aufwiesen.

U3 lieB eine Tendenz zu héherer Ubereinstimmung bei der Einteilung nach Shah 1 und
Sivan 1 erkennen, alle iibrigen Werte fielen auch bei ihm kleiner aus.

HNO 1 und HNO 2 stimmten sowohl inter- als auch intraindividuell beziiglich der anato-
mischen Einteilung nach Shah iiberein. HNO 1 erzielte bei allen Einteilungen als einziger
Untersucher Werte, die eine ,,leichte” Ubereinstimmung und besser ergaben, nur der Wert
fiir den Aryknorpel-Score nach Sivan zeigte eine zufillige Ubereinstimmung (Tabelle 30).
Mittlere (Kappa = 0,347) bzw. beachtliche (Kappa = 0,714) Ubereinstimmung hatte
HNO 2 beim Epiglottis-Score bzw. der Beschreibung von Refluxzeichen nach Shah.

I11.3.2.3 Fazit

Die Ergebnisse sind schwer zusammenfassend zu beschreiben, da die Bandbreite an Wer-
ten bei allen Untersuchern von Zufallswerten bis hin zu perfekter Ubereinstimmung in
Einzelfillen reichte. Die Einteilung nach Holinger ergab bei allen Untersuchern keine bis
allenfalls leichte Ubereinstimmung. Die anatomische Einteilung nach Shah befundeten
alle Untersucher — obwohl sie eine Vereinfachung der Holinger-Kategorien darstellen
soll — noch unterschiedlicher. Bei der Beschreibung, ob Reflux- und Aspirationszeichen
vorlagen, gingen die Ergebnisse vollkommen auseinander: zweimal wurden alle Videos
komplett gleich befundet (U2 und HNO 2, Tabelle 30), aber es ergaben sich auch negative
Werte. Lediglich die Einteilung nach Sivan zeigte mehrheitlich gute — wenn auch nicht

substantielle — Ubereinstimmungswerte an, vor allem bei U 1 und HNO 2 (Tabelle 30).

I11.3.3 Interobservervarianz (n=21/100): Vergleich der Ergebnisse der padiatrischen
und HNO-Fachérzte

I11.3.3.1 Interobservervarianz der padiatrischen Fachérzte

Im Rahmen der Bestimmung der ItrOV wurde ein zweites Mal die Interobservervarianz
(IOV) bestimmt (Tabellen 31 und 32). Hier ergaben sich — mit einigen Ausnahmen — ten-

denziell hohere Ubereinstimmungswerte, als bei der urspriinglichen IOV-Analyse. Den-
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noch erreichten die Untersucher auch intersubjektiv keine Werte, die iiber eine mittelma-
Bige Ubereinstimmung hinausgingen. Insgesamt gab es jedoch weniger negative Werte

als bei der Bestimmung der ItrOV.

Tabelle 31: Ubersicht iiber die Interobservervarianz bei der ersten Befundung der Videos.
Sivan 1 = Aryknorpel-Score, Sivan 2 = Epiglottis-Score, U 1-3 = Untersucher 1-3.

Einteilung U1/U02 U1/U03 U2/U03
Holinger 0,044 0,063 0,09
Shah (anatomisch) 0,082 -0,004 0,018
Shah (Reflux) - 0,043 -
Shah (Aspiration) -0,034 0,105 -0,038
Sivan 1 -0,034 0,105 -0,038
Sivan 2 0,137 0,217 0,05

Tabelle 32: Neu bestimmte Interobservervarianz der drei padiatrischen Fachérzte bei der Befun-
dung der 21 Videos fiir die Intraobservervarianz. Im Vergleich zu den Ergebnissen der Ubereinstim-
mungsparameter der ersten Befundung ist eine Tendenz zu hdherer Ubereinstimmung erkennbar.

Einteilung U1l/U02 U1l/U3 U2/U3
Holinger -0,086 0,095 0

Shah (anatomisch) 0,417 -0,145 -0,082
Shah (Reflux) 0,308 -0,222 0,14

Shah (Aspiration) nicht bestimmbar -0,068 nicht bestimmbar
Sivan (Epiglottis) 0,192 0,571 0,171
Sivan (Aryknorpel) 0,206 0,317 0,222

Bei der Einteilung nach Holinger wéhlte U 1 einige Kombinationsmdglichkeiten, die U 2
so nicht erkannte, wodurch sich lediglich bei Kategorie 1 drei iibereinstimmend befunde-
te Félle von 21 ergaben (Tabelle 33).

Tabelle 33: Die Kreuztabelle zeigt, welche Kategorien und ihre Kombinationen von Untersucher 1
und Untersucher 2 gewéhlt wurden und welche davon iibereinstimmend auf die gleichen Fille an-
gewendet wurden. Grau hinterlegte Zahlen geben die Kategorien an, die gleichermal3en von beiden
Untersuchern gewdhlt wurden. Drei Fille wurden von beiden Untersuchern in Kategorie 1 eingeteilt.
7 = Kombination aus 2 und 3, 9 = Kombination aus 3 und 4, 13 = Kombination aus 1 und 4.

2. Interobservervarianzanalyse zwischen U1 und U 2: Einteilung nach Holinger

U2 Gesamt U2
1 2 4 6 7 9

1 3 0 1 1 1 0 6

3 1 0 0 0 0 0 1

4 0 0 0 0 0 1 1

Ul 6 4 0 0 0 0 0 4
7 1 1 0 5 0 0 7

9 0 1 0 0 0 0 1

13 1 0 0 0 0 0 1

Gesamt Ul 10 2 1 6 1 1 21
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Bei der anatomischen Einteilung nach Shah ergab sich zwischen U1 und U2 eine mitt-
lere, bei Refluxzeichen eine leichte Ubereinstimmung. Der Kappa-Wert fiir Aspirations-
zeichen konnte nicht bestimmt werden, da U2 bei allen Videos keine Aspirationszeichen
erkannte. Sivan 1 und 2 befundeten U 1 und 2 mit geringer Ubereinstimmung. Bei Sivan
1 (Aryknorpel) befundeten sie 57,1 % der Videos (12 von n=21) gleich, bei Sivan 2 (Epi-
glottis) nur 47,6 % (10 von n=21).

Die IOV fiir die Holinger-Einteilung fiel beim Vergleich der Ergebnisse von U 1 und U 3 sehr
hoch aus, was sich in der wiederum unterschiedlichen Wahl der Kategorie-Kombinationen
widerspiegelt (Tabelle 34). Kategorie 7 wurde libereinstimmend flinfmal gewéhlt, alle {ibri-
gen gleich gewihlten Kategorien wurden jedoch bei unterschiedlichen Fillen erkannt.

Tabelle 34: Die Kreuztabelle zeigt, welche Kategorien und ihre Kombinationen von Untersucher 1 und
Untersucher 3 gewéhlt wurden und welche davon iibereinstimmend auf die gleichen Félle angewendet
wurden. Grau hinterlegte Zahlen geben die Anzahl der Félle an, die von den Untersuchern in die gleichen
Kategorien eingeteilt wurden. Es ergaben sich lediglich 6 Ubereinstimmungen. 6 = Kombination aus 1
und 2, 7= Kombination aus 2 und 3, 9 = Kombination aus 3 und 4, 10 = Kombination aus 1, 3 und 4, 13 =
Kombination aus 1 und 4

2. Interobservervarianzanalyse zwischen U1 und U 3: Einteilung nach Holinger

U3
0 5 3 6 7 9 10 Gesamt U2

1 1 1 0 0 3 0 1 6

3 0 0 1 0 0 0 0 1

4 0 0 1 0 0 0 0 1

Ul 6 0 0 1 0 3 0 0 4
7 0 0 1 0 5 1 0 7

9 0 0 0 0 1 0 0 1

13 0 0 0 1 0 0 0 1

Gesamt U 1 1 1 4 1 12 1 1 21

Zwischen U1 und U 3 ergaben sich fiir alle drei Einteilungen nach Shah negative Werte
und somit eine an Zufall grenzende Ubereinstimmung. Die zwei Einteilungen nach Sivan
befundeten U 1 und U3 mit mittlerer bzw. leichter Ubereinstimmung: Bei Sivan 1 (Ary-
knorpel-Score) stimmten 76,2 % der Falle (16 von n=21) iiberein, bei Sivan 2 (Epiglottis-
Score) 61,9 % der Fille (13 von n=21).

Zwischen U2 und U3 war die IOV in der Einteilung nach Holinger unveridndert hoch. Es
ergab sich ein Wert von 0,0 flir Kappa: Ein Fall (von beiden Untersuchern als Kategorie 7
befundet) stimmte iiberein. U2 und U3 erhielten einen negativen Wert fiir Kappa bei der
anatomischen Einteilung nach Shah und befundeten die Refluxzeichen mit leichter Uberein-
stimmung (Kappa = 0,14). Wieder konnte der Kappa-Wert fiir die Aspirationszeichen nicht
bestimmt werden. Der Aryknorpel-Score nach Sivan zeigte eine geringe, der Epiglottis-
Score eine leichte Ubereinstimmung an: Bei ersterem stimmten U2 und 3 in 12 Fillen,

bei letzterem in 10 Féllen uberein.
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111.3.3.2 Interobservervarianz der HNO-Fachérzte

Tabelle 35: Interobservervarianz der beiden HNO-Fachérz-
te. Sivan 1 = Aryknorpel-Score, Sivan 2 = Epiglottis-Score

Einteilung HNO 1/HNO 2
Holinger -0,05

Shah (anatomisch) 0,06

Shah (Reflux) nicht bestimmbar
Shah (Aspiration) 0,096
Sivan 1 0,417
Sivan 2 0,25

Die Bestimmung der Kappa-Werte zwischen den beiden HNO-Fachérzten ergab kein Er-
gebnis, das iiber eine mittlere Ubereinstimmung hinausging (Tabelle 35). Der geringste
Wert fiir Kappa ergab sich in der Einteilung nach Holinger, da hier — genau wie bei den
padiatrischen Fachérzten — unterschiedliche Kategorie-Kombinationen gewahlt wurden
und von den tibereinstimmenden nur einzelne auf die gleichen Félle fielen (Tabelle 36)

Tabelle 36: Die Kreuztabelle zeigt, welche Kategorien und ihre Kombinationen von HNO 1 und HNO 2
gewdhlt wurden und welche davon iibereinstimmend auf die gleichen Félle angewendet wurden. Grau
hinterlegte Zahlen geben die Kategorien an, die von beiden Untersuchern bei den gleichen Fillen gewéhlt
wurden. Es ergaben sich lediglich 4 Ubereinstimmungen. 6 = Kombination aus 1 und 2, 7 = Kombination
aus 2 und 3, 9 = Kombination aus 3 und 4, 10 = Kombination aus 1, 3 und 4, 11 = Kombination aus 2 und 5,
12 = Kombination aus 1 und 3, 13 = Kombination aus 1 und 4

2. Interobservervarianzanalyse zwischen HNO 1 und HNO 2: Einteilung nach Holinger

HNO 2 Gesamt
1 3 4 6 9 11 12 13 HNO 1
0 0 0 0 0 0 0 0 1 1
1 1 1 0 0 0 0 0 0 2
2 0 0 0 0 0 1 0 0 1
3 0 1 0 0 1 2 1 0 5
HNO 1 5 1 0 0 0 0 2 0 0 3
7 0 0 0 1 1 1 0 0 3
9 0 0 0 0 1 0 0 1 2
10 0 0 0 0 0 0 0 1 1
11 0 1 1 0 0 1 0 0 3
Gesamt HNO 2 2 3 1 1 3 7 1 3 21

Die anatomische Einteilung nach Shah zeigte eine sehr geringe Ubereinstimmungsten-
denz an, fiel aber immerhin nicht in den negativen Wertebereich. Gleiches ergab sich
bei der Beurteilung der Aspirationszeichen. Die IOV fiir Refluxzeichen konnte nicht be-
stimmt werden. Die geringste Varianz zwischen HNO 1 und HNO 2 bestand bei den Ein-
teilungen nach Sivan: Bei Sivan 1 befundeten sie 57,1 % der Félle (12 von n=21) gleich,
bei Sivan 2 waren es 66,6 % der Fille (14 von n=21).
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I11.3.3.3 Interobservervarianz der padiatrischen und der HNO-Fachéirzte

Zum Vergleich der Ergebnisse der drei péadiatrischen Pulmologen und der zwei HNO-
Fachérzte, die spezielle Kenntnis in der Befundung der Laryngomalazie und der Eintei-
lungen nach Holinger, Shah und Sivan aufwiesen, wurde zusitzlich die IOV zwischen den
drei padiatrischen Untersuchern und jedem einzelnen der zwei HNO-Fachirzte bestimmt.

Tabelle 37: Interobservervarianz zwischen den pédiatrischen Fachérzten (U 1-3) und dem ersten
HNO-Facharzt (HNO 1). Sivan 1 = Aryknorpel - Score, Sivan 2 = Epiglottis - Score

Einteilung U1/HNO 1 U2/HNO 1 U3/HNO 1
Holinger 0,214 0,087 0,005
Shah (anatomisch) -0,089 -0,095 -0,05
Shah (Reflux) 0,4 -0,029 0,087
Shah (Aspiration) 0,504 nicht bestimmbar -0,086
Sivan 1 0,152 0,344 -0,021
Sivan 2 0,417 0,267 0,205

Eine einheitliche Tendenz der Ubereinstimmungswerte fiir Kappa konnte nicht festgestellt
werden. Auffillig waren — wie auch bei allen vorhergehenden Analysen — die zahlreichen
Kategorie-Kombinationen nach Holinger: Im direkten Vergleich der HNO-Fachirzte mit
den pédiatrischen Pulmologen war erkennbar, dass erstere bis zu zwei Kombinationen
mehr fiir ihre Befundung herstellten, als die Kollegen. Trotz der héheren Komplexitit
der Holinger-Einteilung stellten sich wieder die Ergebnisse der anatomischen Einteilung
nach Shah mit der hochsten IOV dar (Tabelle 37).

Die meisten Werte fiir Kappa blieben im Bereich zufilliger bis leichter Ubereinstimmung.
Lediglich zwischen U 1 und HNO 1 ergaben sich leichte bis mittlere Ubereinstimmungs-
werte bezliglich der Einteilungen nach Shah (Aspiration) und Sivan (Epiglottis-Score).
Beim Vergleich der Werte von U2 und HNO 1 ergab sich nur beim Aryknorpel-Score
nach Sivan eine leichte Ubereinstimmung.

Wie bei U2 ergaben sich zwischen U3 und HNO 1 viele negative Werte fiir Kappa, was
einer an Zufall grenzenden Ubereinstimmung entspricht.

Tabelle 38: Interobservervarianz zwischen den pédiatrischen Fachérzten (U 1-3) und dem zweiten HNO-
Facharzt (HNO 1). Sivan 1 = Aryknorpel - Score, Sivan 2 = Epiglottis - Score

Einteilung U1/HNO 2 U2/HNO 2 U3/HNO 2
Holinger 0,039 0,131 -0,038
Shah (anatomisch) 0,222 0,104 -0,05

Shah (Reflux) 0,16 0,013 -0,296
Shah (Aspiration) nicht bestimmbar nicht bestimmbar nicht bestimmbar
Sivan 1 0,616 0,266 0,437
Sivan 2 0,329 0,213 0,167

Die IOV zwischen den pédiatrischen Pulmologen und dem 2. HNO-Facharzt fiel ins-

gesamt nochmals hoher aus (Tabelle 38). Hier bewegten sich die Werte meist zwischen
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-0,296 (U 3 / HNO 2, Shah Refluxzeichen) und 0,329 (U 1 / HNO 2, Sivan Epiglottis-
Score). Nur zwischen U 1 und HNO 2 ergab sich beim Aryknorpel-Score nach Sivan eine
beachtliche Ubereinstimmung. Der Vergleich der Ergebnisse von U2 mit HNO 2 ergab
zwar keine negativen Werte, doch gingen sie nicht {iber eine leichte Ubereinstimmung

hinaus. Bei U3 ergaben sich wiederum viele negative Werte fiir Kappa beim Vergleich
mit HNO 2.

I11.3.3.4 Fazit

Wie schon bei der ersten IOV-Analyse zeigte sich sowohl zwischen den pédiatrischen,
als auch den HNO-Fachérzten eine groBe Spannweite in der Wahl der Kategorie-Kom-
binationen nach Holinger. Somit war die IOV fiir diese Einteilung tendenziell bei allen
Untersuchern hoch. Zwischen den padiatrischen Fachérzten kam es in der anatomischen
Einteilung nach Shah zu sehr unterschiedlichen Ergebnissen, so wie auch bei den Anga-
ben zu Reflux- und Aspirationszeichen (Tabelle 32).

Die HNO-Fachirzte wiesen im Vergleich zu ihren Kollegen eine noch groere Vielfalt
an Holinger-Kombinationen auf, so dass es zu einer gleichermallen hohen Varianz kam
(Tabelle 36 und 37). Die Einteilungen nach Shah ergaben zwischen ihnen zwar keine
negativen Werte, aber gute Ubereinstimmung ergab sich auch hier nicht. Lediglich die
Sivan-Scores wurden mit ausreichenden Ubereinstimmungswerten befundet.

Der direkte Vergleich der IOV der HNO-Arzte mit den pidatrischen Fachirzten ist — ana-
log zu allen iibrigen Analysen — nicht einheitlich zu beschreiben: Zwischen U 1 und bei-
den HNO-Fachirzten ergaben sich die meisten iibereinstimmenden Ergebnisse (Tabel-
len 38 und 39).

Die Einteilungen nach Holinger zeigten bei HNO 1 geringe Ubereinstimmung mit den
padiatrischen Kollegen, aber keine negativen Werte. Im Gegensatz dazu zeigten sich bei
den Einteilungen nach Shah hohere Differenzen zwischen den pédiatrischen Kollegen
und HNO 1. Die Sivan-Scores ergaben leichte bis mittlere Ubereinstimmung der pédia-
trischen mit dem HNO-Facharzt 1 (Tabelle 37).

Verglichen mit HNO 1 fielen die Werte von HNO 2 und U 1-3 etwas geringer, die Varianz
damit hoher aus. Die Einteilungen nach Shah stimmten bei HNO 2 und U 1-3 etwas bes-
ser iiberein, als bei HNO 1 und U 1-3 (Tabelle 38). Wie beim Kollegen (HNO 1) zeigten
die Ergebnisse der Sivan-Scores leichte bis mittlere Ubereinstimmung bei HNO 2 und
U 1-3.
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IV. Diskussion

Ivi Ergebnisinterpretation

IV.1.1 Diagnostische Ausbeute der FLI.TB

Die diagnostische Ausbeute der FLT'B bei Patienten mit Stridor war in den Jahren zwi-
schen 2000 und 2009 an der Kinderklinik des UK'T hoch und lag bei 99,4 %.
Nur bei einer Patientin (N1.82) konnte die genaue Ursache des Stridors nicht gefunden

werden.

IV.1.2 Differentialdiagnosen bei Stridor

Auffillig viele der am UKT unter Stridorindikation bronchoskopierten Patienten wiesen
Malazieformen auf. Darunter war die LM die hdufigste Diagnose bei Stridor. Viele dieser
Kinder wurden im Rahmen ihrer syndromalen Grunderkrankungen in der Klinik unter-
sucht, welche oftmals mit angeborenen Fehlbildungen der Atemwege oder Verengungen
durch funktionelle Unreife einhergehen kdnnen. Wie die Ergebnisse der Studie zeigten,
standen die meisten Laryngomalazie-Félle im Kontext dieser Erkrankungen. Dadurch
wird auch plausibel, warum 13 der 22 Patienten, deren Atemgerdusch iiber einen Beob-
achtungszeitraum von mehr als 24 Monaten persistierte, eine LM als Diagnose hatten:
Das Persistieren des AG war in der Mehrzahl der Félle nicht allein auf die LM zuriick
zu fiihren, sondern hatte andere Ursachen und muss im Kontext der Grunderkrankungen
(Fehlbildungen) gesehen werden. Diese Ergebnisse bestétigen eine Arbeit zum Thema
LM und assoziierter TM und BM, sowie zusétzliche Komorbiditéten (MasTERs et al. 2002).

IV.1.3 Komorbidititen bei Stridor

Die Mehrzahl (61,5%) der am UKT unter der Indikation Stridor untersuchten Patien-
ten waren multimorbide. Es handelte sich zum einen um Patienten, deren Erkrankungen
bzw. Fehlbildungen einen Stridor per se verursachen konnen: Mittelgesichtsfehlbildun-
gen (Lippen-Kiefer-Gaumenspalten) mit oder ohne obere Atemwegsobstruktion (Apert
Syndrom, Pierre Robin Sequenz etc., BEnT 2006). Ein zweites Kollektiv stellte die Grupp
von Patienten mit Chromosomenanomalien (z. B. Trisomie 21) in Kombination mit Herz-
fehlern, gastrointestinalen Fehlbildungen und Atemwegspathologien dar, mit der an hoch-
spezialisierten Zentren wie der kardiologischen und intensivmedizinischen Abteilung der
Kinderklinik am UKT zu rechnen ist: Einerseits benotigt diese Gruppe speziell schnelle
und zuverlédssige Diagnostik, andererseits kam es zum Stridor als Komplikation im Rah-
men der operativen Behandlung (Thorax, Osophagus, Herz- und Aortenbogenchirugie

mit Intubation und ggf. Langzeitbeatmung).
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IV.1.4 Outcome der Patienten

Die liberwiegende Mehrzahl der Patienten wurde im weiteren Verlauf durch Atemwegs-
problematiken nicht weiter beeintrachtigt. Lediglich bei Patienten, die multiple Neben-
diagnosen oder Syndrome aufwiesen, gab es einige Fille mit schlechtem Outcome: Alle
im Nachbeobachtungszeitraum verstorbenen Patienten waren multimorbide mit Erkran-
kungen wie z.B. Morbus Down, Pierre-Robin-Sequenz, Herzfehler und neurologischen
Auftilligkeiten (z.B. spastische Ldhmungen, Retardierung, Anhang Tabelle 49). Eine
symptomatische Verbesserung der Atemsituation kann im Einzelfall angestrebt werden,
sei es durch eine Supraglottoplastik bei LM oder — falls diese nicht ausreicht — eine Tra-
cheotomie (Fraca et al. 2001, VoLLrATH 2004).

Bei Betrachtung der Kinder, deren Korpergrofle und -gewicht deutlich unterhalb der
Normwerte altersgemdfler Somatogramme lagen, fiel auf, dass diese allesamt schwere
Grunderkrankungen oder Syndrome aufwiesen, die in der Regel mit Gedeihstérungen
einhergehen.

Auch die Patienten, welche ihr AG bis heute behalten haben wiesen allesamt multiple
Diagnosen auf und bestitigten somit die Theorie, dass die LM und das Symptom Stridor
zwar in der Mehrzahl der Fille selbstlimitierte Problematiken darstellten, die meist keiner
differenzierten Therapie bediirfen, dass es andererseits jedoch die multikausal bedingten
Stridorfdlle gibt und die LM hédufig im Rahmen anderer Erkrankungen auftritt und in
diesem Zusammenhang behandlungsbediirftig wird (Korrscuev und SrrteL 2011, SEID
et al. 1985, SmitH und Cooper 1981, THompson 2007). Da die Angaben zum AG von
den Eltern als subjektive Einschitzung der Symptomatik gegeben wurden, bleibt es auch
in gewisser Weise Ermessenssache, ob das AG wirklich noch persistiert, unter welchen
Umstidnden und in welchem Ausmal}. Nachuntersuchungen der Kinder wiirden hierzu

objektivere und zuverldssigere Auskunft geben.

IV.1.5 Interobservervarianz (n=100/100 Untersuchungen)

Die isolierte anonymisierte Befundung von Bronchoskopie-Videosequenzen ohne Kennt-
nis der Anamnese und des klinischen Bildes der Obstruktion und der Patienten erscheint
nach Auswertung der Interobservervarianz (IOV) mit dem Korrelationsparameter Kappa
nicht sinnvoll.

Die Beurteilung des Krankheitsbildes Laryngomalazie (LM) anhand der laryngealen
funktionellen Anatomie nach den Einteilungen von Holinger, Shah und Sivan zeigt in der
IOV-Analyse sowohl fiir erfahrene als auch unerfahrene Untersucher ohne Schulung und
Training eine hohe Varianz (Tabelle 39).

Diese drei Einteilungen sollten Untersuchern die quantitative und qualitative Beurteilung

der LM anhand der funktionellen Anatomie der oberen Atemwege ermoglichen und einfach
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zu erkennende Kategorien an die Hand geben. Es sollte gewéhrleistet sein, dass die Wahl
der therapeutischen Optionen leichter fiele (Korrscuev und Srrter 2011). Die vorlie-
genden Ergebnisse zur Intra- und Interobservervarianz von Kinder- und HNO-Fachirzten
zeigen sehr deutlich, dass eine solche isolierte Anwendung der drei Scores ohne Angabe

von Alter, Klinik und Untersuchungszusammenhang nicht moglich ist.

Tabelle 39: Ergebnisse des Ubereinstimmungsparameters Kappa beziiglich der drei Laryngomalazie-
Scores nach Shah, Holinger und Sivan. Dabei wurde bei Shah unterschieden zwischen der Lokalisation des
Kollapses glottischer Strukturen (Shah 1) und Anzeichen von Reflux (Shah 2) und Aspiration (Shah 3). Bei
Sivan wurde unterschieden zwischen der Stellung der Aryknorpel (Sivan 1) und der Epiglottis (Sivan 2)

Ubereinstimmungsmafl Kappa bei Systematiken nach Shah, Holinger und Sivan

Shah 1 0,082 0,004 0,018
Shah 2 nicht bestimmbar 0,043 nicht bestimmbar
Shah 3 -0,034 0,105 -0,038
Holinger 0,044 0,063 0,09
Sivan 1 -0,034 0,105 -0,038
Sivan 2 0,137 0,217 0,05

IV.1.6 Intraobservervarianz (n=21/100 Untersuchungen)

Die Uberpriifung der Ubereinstimmung einzelner Untersucher bezogen auf die erhobenen
individuellen Befunde erfolgte ebenfalls mithilfe der Ubereinstimmungsparameters Kap-
pa. Erst ab einem Kappa-Wert von 0,8 kann von beachtlicher Ubereinstimmung gespro-
chen werden, die man bei wiederholtem Befunden der Videos durch den gleichen Unter-
sucher erwarten wiirde. Das MaB an Ubereinstimmung, welches sich aus der Analyse er-
gab — sowohl bei den pédiatrischen, als auch bei den HNO-Fachérzten — néhert sich nur in
Ausnahmefillen diesem ,,Idealwert* an. Moglicherweise liegen die Schwierigkeiten, die
die Untersucher im Prinzip mit allen der Laryngomalazie-Einteilungen zu haben schienen
— auch bei zweimaligem direkt aufeinander folgenden Befunden — darin begriindet, dass
im Vorfeld der Analyse keine Abstimmung der Kenntnisniveaus der Untersucher stattfand
und aufgrund eines Fehlens von systematisierten vereinheitlichten Fallbeispielen nicht
stattfinden konnte. Es scheint keinen Unterschied zu machen, ob die Befundung der La-
ryngomalazie durch HNO- oder pidiatrische Fachirzte erfolgt. Die Ubereinstimmungs-
Werte sowohl fiir die IOV als auch fiir die ItrOV waren weder bei der einen noch bei der

anderen Untersuchergruppe bedeutend besser.
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IV.1.7 Interobservervarianz (n=21/100 Untersuchungen)

Obwohl die Einteilung der LM anhand der fiinf Kategorien nach Holinger mit einer viel
grofleren Komplexitdt und Kategorienvielfalt aufwartet — und dementsprechend auch
durchweg hohe IOV zeigte — ist diese bei der anatomischen Einteilung der drei Typen
nach Shah tiberraschenderweise noch deutlicher zu erkennen. Verwunderlich ist dies in-
sofern als die Einteilung nach Shah eine Vereinfachung von Holinger darstellt. Es scheint
jedoch sinnvoller zu sein, fiir eine komplexe Erkrankung wie die LM, mit ihren vielen un-
terschiedlichen Auspriagungen, mehr Kombinationsmoglichkeiten zuzulassen, was auch
die groflere Spannweite an Kombinationen, die von den HNO-Fachérzten angewendet
wurde, zu bestitigen scheint.

Dabei sollte jedoch eine restriktive Anwendung der Kombinationen einzelner Holinger-
Kategorien beachtet werden. Holinger selbst schreibt, dass in den meisten Fillen zwar
Kombinationen von Pathologien vorldgen, eine dieser Pathologien jedoch fast immer als
vorherrschend beschrieben werden kdnnte (Horinger 1997, S.140). Demnach sollte bei
einer Befundung nach Holinger immer die vorherrschende Pathologie beschrieben werden.
Einheitliche und fiir jede Kategorie charakteristische ,,Schulungsvideos®, welche die
wortlichen Beschreibungen und Schemata nach Holinger, Shah und Sivan bildlich in
konkreten Fallbeispielen sichtbar machen wiirden, existieren bislang nicht. Diese wiren

jedoch fiir eine Verminderung der IOV von essentiellem Wert.

Iv.2 Vergleich mit den Ergebnissen anderer Studien

IV.2.1 Diagnostische Ausbeute der FI.T'B

Sowohl in der Untersuchung von Thalhammer et al. von 1995 als auch von 2001 konnte
die Atiologie des Atemgerdusches bei allen Patienten mit Stridor bronchoskopisch ge-
kldrt werden. Auch Barbato et al. (1997) beschrieben die FLTB als Methode mit der
hochsten diagnostischen Ausbeute bei Stridorindikation (81 %). In der vorliegenden Stu-
die wurde nur ein einziger Fall nicht abschlieBend geklart: Eine Patientin mit Stridor wies
zwar eine fiir die LM typische omegaformige Epiglottis auf, doch wurde die Diagnose
nicht abschlieBend gestellt, da ein solcher Befund ,,nicht pathognomonisch fiir eine LM
st und ,,bei bis zu 30% der gesunden Kinder ohne Stridor* angetroffen werden kann
(VoLLrATH 2004).

Potentiell bedrohliche Nebenwirkungen der invasiven Untersuchungsmethode sind zwar
in der Literatur beschrieben worden (Laryngospasmen, Bronchospasmen, Hypoxémie,
nasopharyngeale Blutung), doch treten diese duflerst selten auf und sind nur in Einzel-
fallen lebensbedrohlich (NussBaum 2002). Lediglich bei Patienten mit zusitzlich zum
Atemgerdusch vorliegender pulmonalarterieller Hypertension scheint ein besonders vor-

sichtiges Vorgehen notig zu sein: Kabra et al. (2008) berichteten von Untersuchungen
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(n =5 von insgesamt 529 durchgefiihrten Bronchoskopien), die aufgrund von Hypoxidmie
abgebrochen werden mussten, weil die Patienten zusédtzlich durch Herzfehler und pulmo-
nalarterielle Hypertension beeintriachtigt waren.

Die Bronchoskopie kann somit auch nach den vorliegenden Ergebnissen als sehr sichere

und zuverléssige diagnostische Methode bezeichnet werden.

IV.2.2 Differentialdiagnosen bei Stridor

Die detaillierte Analyse der Krankheitsbilder bei Stridor bei Kindern bis zum 7. Lebens-
jahr konnte analog zu den Studien von Thalhammer et al. (1995 und 2001) zeigen, dass
anteilig die meisten Patienten eine LM als Ursache des Stridors aufweisen. Dabei wurden
von der Grazer Arbeitsgruppe 2001 mehr LM Fille festgestellt als im Rahmen unserer
Untersuchung, was dadurch erkldrbar wird, dass die Kinder der Studie von Thalhammer
2001 im Mittel wesentlich jiinger waren, als bei der vorliegenden Studie (Tabelle 40).
Als Ursache der Laryngomalazie wird ,,allgemein eine Unreife des Kehlkopfes des Saug-
lings* angesehen (KorrscHev und SitTeL 2011), so dass davon auszugehen ist, dass die
LM vornehmlich eine Erkrankung des Neugeborenen- und frithen Sduglingsalters ist. Die
Unterschiede der Fallzahlen der LM liegen somit in den unterschiedlichen Altersgrup-
pierungen der Stichproben der vorliegenden Studie und der von Thalhammer et al. 2001
begriindet.

Subglottische Stenosen und Himangiome waren ebenfalls hdufig vorkommende Diagno-
sen. Sie stellen eine wichtige differentialdiagnostische Gruppe dar, weil sie eine thera-
peutische Konsequenz nach sich ziehen. Vor allem die subglottische Stenose ist oft in
Kombination mit LM zu finden (VoLLrATH 2004) und muss von ihr abgegrenzt werden.

Tabelle 40: Vergleich der Diagnoseergebnisse der vorliegenden Studie mit den Studienergebnissen von Thal-
hammer et al. 1995 und 2001. Die Laryngomalazie bleibt die zahlenmafig haufigste Diagnose.

vorliegende Studie vorliegende Studie Thalhammer et al. Thalhammer et al.

Hauptgruppe Untergruppe 2001 1995

(12 +/-3,5 Mo) 2,4+/-1,.8Mo) (4,5+/-49Mo) (36 +/-36,9 Mo)
Patienten gesamt 156 89 124 52
Laryngomalazie 53 34,0% 47 52,8% 95 76,6% 23 442%
Tracheomalazie 28 17,9% 17 19,1% 1 0,8% 8 15,4%
Bronchomalazie 30 19.2% 22 24,7% 4 7,7%
subglottische Stenose 21 13,5% 9 10,1% 11 89% 7 13,5%
Himangiom 2 1,3% 2 22% 10 8,1% 4 77%
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Tabelle 41: Die multikausal bedingten Stridorfélle sind auffallend hiufig bei der vorliegenden Studien-
population. Die Laryngomalaziefille gingen ebenfalls in den meisten Féllen mit anderen Erkrankungen
einher. Eine gegensitzliche Tendenz ergab sich 2001 und auch 1995 bei Thalhammer et al.

156 Patienten 89 Patienten 124 Patienten 52 Patienten
12,5 +/-3,5 Mo 2,4+/-1,8 Mo 4,5+/-4,9 Mo 36 +/-36,9Mo
Hauptgruppe Untergruppe (Thalhammer (Thalhammer

(vorliegende Studie) (vorliegende Studie) et al. 2001) et al. 1995)
Monokausal 34 21,8% 29 32,6% 108 87,0% 39 75,0%
Hier: Laryngomalazie 11 32,4% 8 27,5% 64 60,3% 23 59,0%
Multikausal 118 75,6% 54 60,7% 15 12,1% 13 25,0%
Hier: Laryngomalazie 42 35,6% 31 57,4% ? 12 92,3%

IV.2.3 Komorbidititen bei Stridor

Der Zusammenhang des Symptoms Stridor im Kindesalter bei multimorbiden Patienten
mit Syndromen oder anatomischen Fehlbildungen ist haufig und wird von einzelnen Auto-
ren bei bis zu 68,1 % der Patienten (BenT 2006) berichtet. Insbesondere bei Patienten mit
angeborenen Herzfehlern (davon einige im Rahmen eines Morbus Down), neurologischen
Erkrankungen und gastrooesophagealem Reflux sind zusétzliche Atemgerdusche haufig be-
schrieben (AprLEY 1953, BELMmoNT und GruNDFAST 1984, DENOYELLE 2003).

Unter den angeborenen Herzfehlern sind es vornehmlich Fehlbildungen der Kopf- und
Halsgefile, des Aortenbogens und der Pulmonalarterien (,,rings and slings*), bzw. Mal-
position der groBen Arterien, die zu tracheobronchialen Kompressionen oder Malazien
filhren (FrieDMAN et al. 1990). Analog zu unseren Ergebnissen fanden Denoyelle et al.
(2003) bei Kindern mit Pierre-Robin-Sequenz, psychomotorischer Retardierung, CHAR-
GE-Assoziation und Trisomie 21 eine LM, die zu einem Stridor gefiihrt hatte. Masters
et al. (2002) berichteten speziell von kombinierter LM mit TM und BM (bzw. Kom-
binationen aus allen drei Malazieformen), die ihrerseits im Rahmen von angeborenen
Herzerkrankungen, tracheooesophagealen Fisteln und Syndromen beobachtet wurden. In
unserer Studie waren bis zu 75 % der Stridorfélle multikausal bedingt (Tabelle 41).
Zudem bestétigten unsere Ergebnisse, dass bei Stridor und/oder Luftnot mehrere Patho-
logien der Luftwege auf unterschiedlichen Ebenen vorhanden sein konnen. Vor allem LM
scheinen héufig in Kombination mit Malazien auf anderen Ebenen des tracheobronchialen
Systems aufzutreten (GonzaLes et al. 1987, VoLLraTH 2004). In der vorliegenden Studie

waren 32,4 % monokausal und 35,6 % multikausal bedingt.

IV.2.4 Outcome der Patienten

AulBerordentlich auffallig ist die hohe Inzidenz von Pseudokrupp in der Nachbeobachtung des
per Fragebogen untersuchten Patientenkollektivs (80 %, n=54 von 68). Bei gesunden Kindern
liegt die Zwolfmonatspravalenz von Pseudokrupp nur bei 6,6 % (AtzrobIEN et al. 2007).

Eine Erkldrung fiir die hohe Prévalenz im untersuchten Patientenkollektiv liegt moglicher-
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weise im vermehrten Auftreten von Komorbidititen begriindet. Ein ebensolches gehduftes
Auftreten von Komorbidititen wurde in der vorliegenden Studie bei den Patienten beob-
achtet, die beziiglich ihres Gewichtes und ihrer Grofle auffallig waren. Thalhammer et al.
berichteten 2002 /2003 iiber eine Hiufung von Pseudokrupp-Fillen in Assoziation mit sub-
glottischen Stenosen. Die Inzidenz von 13,5 % subglottischer Stenosen in der vorliegenden
Studie mag die erhohte Pseudokrupprate zumindest teilweise erkldaren. Ob und wie die Er-
krankungen sich gegenseitig bedingen, sollte Gegenstand neuer Untersuchungen sein.
Apley (1953) berichtete tiber eine Korrelation von Atemgerduschen mit vermehrter Infekt-
héufigkeit. Er kam zu dem Schluss, dass eine Superinfektion des Respirationstraktes bei
Kindern mit Stridor zwar haufig auftrete und dadurch die Symptomatik verstarkt wiirde, die
Inzidenz der Infektionen der oberen Atemwege aber nicht hoher sei als bei Kindern ohne
Stridor. Auch bei der vorliegenden Studienpopulation waren nur in 8,8 % (n=6 von 68) der
beantworteten Fragebogen auftillig viele Atemwegsinfekte berichtet worden.

Eine mogliche Korrelation von histopathologischen Entziindungszeichen — aber keiner
erhohten Infektanfilligkeit — im Zusammenhang mit dem Symptom Stridor kann bei
gleichzeitigem Vorliegen eines chronischen gastrooesophagealen Reflux‘ gegeben sein,
wie Chandra et al. (2001) und Iyer (1999) berichten.

Auffallend viele Kinder, die ein Atemgerdusch bis zum Ende des Beobachtungszeitraumes
behielten, hatten als Diagnose Laryngomalazie. Diese Tatsache mag zunichst iiberra-
schend wirken, denn in der Literatur zum Thema wird die LM vielfach als ,,gutartige
Erkrankung® von ,limitierter Dauer beschrieben (SmiTH und Cooprer 1981, SeID et al.
1985). So verwundert es nicht, dass alle Kinder, deren AG persistierte und die zusétzlich
die Diagnose LM aufweisen, in der Regel multimorbide Patienten mit multikausal be-
dingtem AG waren (Tabelle 41).

Es herrscht aber nicht ausschlieBlich die Ansicht vor, dass der Stridor und speziell die
LM erwartungsgemal selbstlimitierend innerhalb der ersten 12-24 Lebensmonate sind.
Macfarlane et al. (1985) stellte nach Befragung der Eltern fest, dass der Stridor innerhalb
von vier Jahren wesentlich ,,gebessert” oder verschwunden sei, bei sechs der 20 Patienten
der damaligen Studie allerdings wurde ein ,,intermittierender diskreter inspiratorischer
Stridor* bei Anstrengung (3 Patienten) oder Infekten der oberen Atemwege (3 Patienten)
auch tiber das Alter von 4 Jahren hinaus beobachtet.

Die Frage, inwieweit die LM im Kindesalter und damit das AG von Komorbiditéten beeinflusst
oder gar mitverursacht wird, kann anhand der vorliegenden Ergebnisse nicht abschlieSend be-
antwortet werden. So gaben beispielsweise Olney et al. (1999) an, die LM trete zwar héufig in
Kombination mit anderen Erkrankungen auf, beeinflusse die Krankheitsdauer aber nicht.
Koitschev und Sittel (2011) merkten an, dass die ,,diagnostische und therapeutische Zu-

riickhaltung® im Einzelfall kritisch zu hinterfragen sei, da bei immerhin 10% der Fille
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nicht etwa spontane Besserung, sondern ,,Apnoen, Behinderung der Nahrungsaufnah-
me* und Gedeihstorungen, sowie ,,Gewichtsverlust und pulmonale Belastung auftreten
konnten.

Gerade bei Vorliegen von Komorbidititen kann es jedoch von vitaler Bedeutung sein, die
Entscheidung zur Operation ziigig zu treffen, um eine Verschlechterung des Zustandes
der multimorbiden Patienten zu vermeiden. So ist beispielsweise eine Supraglottoplastik
bei Kindern mit Komorbiditdten ofter indiziert, als bei Kindern ohne Komorbidititen
(Horr et al. 2010).

IV.2.5 Inter- und Intraobservervarianz (I0V und ItrOV) der Videobefundung

Die Analyse der IOV anhand von Videosequenzen der bronchoskopischen Untersuchung
wurde in Anlehnung an die Untersuchungen Shahs (1998) und Sivans (2006) durchge-
fiihrt. Obwohl beide Autoren Einteilungen wéhlten, die Vereinfachungen der Einteilun-
gen nach Holinger darstellten, konnte mit keinem der Scores ein gutes Ergebnis erzielt
werden.

Shah und Sivan beschrieben jedoch zusétzlich klinische Parameter, die die Schwere der
Erkrankung mit charakterisieren (Tabellen 44 und 45), wéhrend Holinger klinische Pa-
rameter festlegte, die zur Indikationsstellung einer Bronchoskopie dienen sollten und
ebenfalls zur Schweregrad-Einteilung der LM dienen konnten (Tabelle 42). Alle drei Ein-
teilungen legen erstens Wert auf Art und Ausmal3 des AG, zweitens den Kontext wie spe-
ziell Fiitterungs- und Gedeihschwierigkeiten und drittens die zeitliche Dynamik inklusive
Zeitpunkt des ersten Auftretens.

Tabelle 42: Klinische Parameter zur Indikationsfindung einer Bronchoskopie im Zusammenhang mit dem
Symptom Stridor (Horinger 1997)

Mnemotechnikum (engl. mnemonic = Eselsbriicke) nach Holinger 1997

. s5everity* subjektive Einschiatzung der Eltern, wie schwer die Obstruktion ist

. »Progression“ Progredienz der Obstruktion im Verlauf

., Eating* Schwierigkeiten bei Nahrungsaufnahme/beim Fiittern

. »Cyanosis* Zyanoseattacken, wann/wie oft

. »Sleep Obstruktion so schwer, dass sogar im Schlaf Einziehungen zu beobachten waren

. ,Radiology“ Spezifische Fehlbildungen, im Rontgenbild sichtbar und damit Indikation zur Bronchoskopie

A N A W N -

Tabelle 43: Klinische Parameter zur Beurteilung des Schweregrades der Laryngomalazie (Suau 1998).
,mnemonic SWAN“ nach Shah 1998

wSeverity of stridor* Intensitét des Stridor (immer/nur im Liegen vorhanden, mit Zyanose ein-
hergehend, aktuell best./in der Vergangenheit)

,» Weight gain® Gewichtszunahme des Kindes

»Age at presentation® Alter, in dem der Stridor aufgetreten sei

»Neurologic status* neurologischer Status

Shah (1998) schrieb, dass selbst ein nicht ganz perfektes ,,Staging““-System zur Beschrei-

bung und damit Kategorisierung der vielféltigen Klinik der Erkrankung Laryngomalazie
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herangezogen werden konne: Die Analyse der kombinierten Informationen aus Anamne-
se und anatomischen Befunden bei Laryngomalazie, sollte als Pradiktor der Schwere der

Erkrankung und als Basis fiir therapeutische Konsequenzen dienen konnen.

Tabelle 44: Klinische Einteilung von Laryngomalazie-Féllen nach Sivan, modifiziert nach Westley et al.
(Stvan 2006).

Laryngomalacia clinical scoring system

Scoring System Score 0  Score 1 Score 2 Score 3 Score 4
History (maximal score, 10)

Clinical features

Does baby have noisy breathing? No Mild Severe
Is the noise persistent or intermittent? |Intermittent| Persistent

Worsening during feeding or agitation? No Yes

Have you noticed cessation of breathin

during sleep? ¢ No Yes

Have you noticed cyanosis/cyanotic

episod);s? ! ! No Yes

Has the baby difficulty breathing? No During sleep | During feeding | All the time
Does the baby spit up? No Yes

Physical examination? (maximal score, 4)

Clinical finding

Stridor occuring only during agitation Yes

or crying

Stridor at rest but no respiratory Yes
distress

Stridor with distress, chest retractions,
or nasal flaring

Severe Stridor as in score 3 but with
cyanosis

Yes

Yes

Sivan wihlte einen bestehenden Score zur Einteilung der Schwere von Pseudokrupp bei
Kindern (WesTLEY 1978) und wendete diesen Score auf die Laryngomalazie an.

Die Ergebnisse Sivans zeigten jedoch eine geringe Korrelation zwischen den Schwere-
graden der bronchoskopischen und klinischen Befunde. Als Erklarung fiihrte er aus, dass
die Erkrankung die Supraglottis, Aryknorpel oder die Epiglottis unabhéngig voneinander
betreffen konne, was in einem geringen bronchoskopischen Score resultiere, wohingegen
der klinische Score trotzdem sehr hoch sein konne.

Die Frage, wann und bei welchen klinischen und laryngoskopisch erhobenen Befunden
Handlungsbedarf besteht, bleibt aktuell: Koitschev und Sittel (2011) befanden die Broncho-
skopie als bislang einzige Moglichkeit, die Ursache eines Stridor mit ausreichender Sicher-
heit bestimmen zu konnen, ergénzten aber, dass auch der Allgemeinzustand des Kindes in die
Beurteilung des Krankheitsbildes mit einflieBen miisste, insbesondere weil die Prognose der
Erkrankung nicht unabhéngig von moglicherweise vorliegenden Komorbiditéten sein kann.
Bei einer isolierten Befundung der Videoaufnahmen von Laryngoskopien kann hiufig

nicht sicher erkannt werden, ob die Untersuchung am wachen, spontan atmenden Kind,
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oder am beatmeten Patienten erfolgte. Dies ist aber von essentieller Bedeutung fiir eine
korrekte Diagnosestellung (KorrscHev und SitTeL 2011).

Sivan verglich 2006 die ,,awake technique®, mit der ,,drug-assisted technique* und kam
zu dem Ergebnis, dass die Untersuchung am wachen Patienten der Technik mit anal-
gosedierten Patienten unterlegen war. Nachteile der ersten Technik seien Unruhe und
Schreien, wodurch die Bewegung der Glottis und supraglottischen Strukturen beeinflusst
werden konnten. Zusitzlich stelle die Kiirze der Zeit, in der der Untersucher zu einem
Ergebnis kommen miisse, ein Problem dar und fiihre bisweilen zu Fehleinschétzungen.
Im Gegensatz dazu erschwert die Analgosedierung bzw. Narkose ebenfalls die Diagnose,
indem der Muskeltonus, Weichheit der Strukturen und erhohte Sekretbildung beeinflusst
wiirden (S1van 2006).

Vollrath (2004) hingegen berichtete, es sei ,,zur Beurteilung der dynamischen in- und exspi-
ratorischen Verdanderungen der supraglottischen Strukturen® notwendig, die Untersuchung
in Spontanatmung bei nicht relaxiertem Patienten durchzufiihren. Nur wenn dies nicht
moglich sei, miisse ,,die Diagnose in Narkose unter Spontanatmung gesichert werden®.
Samtliche Varianten setzen jedoch einstimmig die Spontanatmung als elementar fiir die
Beurteilung der funktionellen Anatomie voraus. Daraus kann auch das marginal bessere
Ergebnis der zweiten IOV-Analyse, verglichen mit der ersten, abgeleitet werden. Alle
Patienten der 21 Untersuchungen, die zum zweiten Mal befundet wurden, waren in Spon-
tanatmung untersucht worden, so dass hier eine zuverlissigere und intersubjektiv weniger

variable Diagnostik erfolgen konnte.

1v.3 Methodenkritik
IV.3.1 Studienpopulation

Die vorliegende Studie war in ihrem Aufbau dahingehend limitiert, dass eine Kontroll-
gruppe von Stridorpatienten fehlte, die nicht bronchoskopiert wurden. Dies ist der Tat-
sache zuzuschreiben, dass beim AG ,,Stridor* im Neugeborenenalter die klinische Ver-
dachtsdiagnose haufig die ,,Laryngomalazie* ist und nur bei klinisch deutlich auffilligen
Kindern eine weitere Abkldrung im Rahmen eines stationdren Aufenthaltes und damit
eine bronchoskopische Untersuchung nétig wird (Korrscuev und SirTeL 2011, Nico-
LA1 2001). Dies ist z.B. der Fall, wenn das AG im weiteren Verlauf zunimmt, Komor-
biditdten oder Gedeihstorungen vorliegen oder intermittierend Apnoephasen beobachtet
werden (N1cora1 2001).

Ein zusitzlicher Selektionsfaktor in dem vorliegenden untersuchten Patientengut resul-
tiert aus den kardiopulmologischen und neuropidiatrischen Schwerpunkten der Universi-
tatskinderklinik Tiibingen. Hierdurch ergab sich eine Haufung von Patienten im Neuge-

borenen- und Sauglingsalter mit angeborenen Herzfehlern und weiteren Komorbiditéiten,
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die auBerordentlich haufig operativ versorgt wurden und als typische postoperative Kom-
plikationen (z.B. einseitigen Recurrensparese, passagere subglottische Stenose) einen
Stridor entwickelten.

Die Ergebnisse unserer Studie beziehen sich somit speziell auf die Studienpopulation
an einem hochspezialisierten Haus der Maximalversorgung und miissen deshalb in ihrer
Ubertragbarkeit auf die Gesamtzahl aller Patienten mit Stridor im S4uglings- und Kindes-

alter mit Vorsicht beurteilt werden.

IV.3.2 Beurteilbarkeit des Outcome der Patienten anhand von Informationen aus den
Elternfragebdgen

Die Beurteilung des Outcome der Kinder durch Befragung der Eltern muss ebenfalls
unter Vorbehalt betrachtet werden. So ist die Beantwortung der Fragebdgen durch die
individuelle Sichtweise der Eltern auf ihre Kinder geprégt, die nicht als vollkommen
objektiv zu interpretieren ist. Die Angaben zu Grofle und Gewicht der Kinder wurden
in vielen Féllen als ungefidhre Schidtzwerte angegeben. Da die somatischen Daten der
untersuchten Patienten zum Zeitpunkt der Geburt und zum Zeitpunkt der bronchoskopi-
schen Untersuchung retrospektiv nicht mehr zu ermitteln war, waren diese Eckdaten, die
eventuell eine Perzentilenfliichtigkeit und damit eine Gedeihstorung sicher dargestellt
hitten, in der Regel nicht vorliegend. Der Vergleich der von den Eltern angegebenen
Werte mit Normwerten zu Gewicht und Grof3e ist im Kontext einer Gedeihstdrung nur
eingeschrinkt bewertbar.

Die Elternzufriedenheit beziiglich des Ablaufes bronchoskopischer Untersuchungen bzw.
der Vorbereitung der Patienten auf die Untersuchung war hoch. Sowohl die Autklarung
zur Untersuchung als auch die Transparenz der diagnostischen Anwendung der Bron-
choskopie scheint fiir die Eltern der betroffenen Patienten angemessen gewesen zu sein.
Es ist aber auch nicht auszuschlieBen, dass dieses positive Ergebnis dadurch beeinflusst
wurde, dass moglicherweise Eltern, welche mit der Behandlung ihrer Kinder und der
Betreuung am UKT zufrieden waren, den Fragebogen eher beantwortet zuriickschickten

und das positive Ergebnis gegebenenfalls durch die Non-response-Bias beeinflusst ist.

IV.3.3  Durchfiithrung der Videobefundung

Die schlecht iibereinstimmenden Ergebnisse der drei Untersucher bei der Befundung der
Bronchoskopie-Videos liegen u.a. darin begriindet, dass im Vorfeld der Analyse keine stan-
dardisierte Schulung erfolgte, um sie auf den gleichen Kenntnisstand zu bringen. Ein Test-
durchlauf mit Ubungssequenzen, an denen grundlegende Beurteilungsparameter hiitten ab-
geglichen werden kdnnen, hitte das Ergebnis moglicherweise verbessern konnen. Dennoch

ist auch hier wieder zu betonen, dass Ubungsvideos, die fiir eine solche Schulung notwendig
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wiren, und die eine charakteristische Darstellung der Kategorien nach Holinger, Shah und
Sivan ermoglichten, bis dato nicht existieren.

Bei einigen der Videos, die von den Untersuchern als nicht pathologisch eingestuft wurden,
lagen Pathologien der unteren Atemwege (z.B. distale Trachealstenosen, Bronchomalazien,
-stenosen) vor. Die Auswahl der Videosequenzen war fiir eine Befundung der funktionellen
Anatomie bei LM nur begrenzt geeignet. Viele der Patienten waren nicht nur in tiefer Analgo-
sedierung, sondern auch unter Beatmung und ggf. im relaxierten Zustand untersucht worden,
was die Beurteilung der Funktion von Glottis und Supraglottis nahezu unmdoglich macht. Da-
her resultierten auch die vielen Angaben zu nicht beurteilbaren Untersuchungen. Zusitzlich
ist davon auszugehen, dass die Untersucher nicht wissen konnten, ob Hilfsgriffe (z.B. der
Esmarch-Handgriff) zur Anwendung kamen. Das Festsaugen oder der Riickfall der Epiglottis
an die Larynxhinterwand, wie sie bei einer LM des Typs IV nach Holinger beschrieben ist,
wiirde bei Anwenden des Esmarch-Handgriffes nicht diagnostiziert werden kdnnen.

Nach Vollrath (2004) sollte bei der Untersuchung von Kindern mit dem Verdacht auf LM dar-
auf geachtet werden, dass ,,transnasal flexibel inspiziert wird, da mit dem Laryngoskop eine
abnorm weiche und schlaffe Epiglottis bzw. deren ligamentére Aufthdngung gestrafft werden
kann und somit der bestehende Kollaps eliminiert werden konnte®. Dieser Forderung ist in
der vorliegenden Studie entsprochen worden, da sdmtliche Patienten entweder transnasal oder
transoral fiberoptisch — ohne Zuhilfenahme eines Larynxspatels — standardisiert untersucht

wurden.
Iv4 Schlussfolgerung und Ausblick

Als diagnostisches Mittel der Wahl bei einem Stridor im Neugeborenen- und frithen
Séuglingsalter kann man von der FLTB im Rahmen eines stationdren Aufenthaltes mit
entsprechendem andsthesiologischem oder intensivmedizinischem Backup als einer zu-
verldssigen, nebenwirkungs- und komplikationsarmen Untersuchung sprechen, die eine
hohe diagnostische Ausbeute hat (FicueroLa MuLeT 2004). Die Laryngomalazie ist als
hiufigste Diagnose beschrieben worden und diese Ergebnisse bestétigen die Literatur
zum Thema. Die Gruppe der Patienten, welche allein aufgrund der Indikation Stridor im
Kindesalter untersucht wurden, kann als sehr heterogen bezeichnet werden.

Die somatische Entwicklung, die anhand altersbezogener Grofle, Gewicht und BMI un-
tersucht wurde, zeigte, dass bei Patienten, die verglichen mit ihren Altersgenossen, weit
unterhalb der dritten Perzentile lagen, in allen Féllen multiple angeborene Komorbidité-
ten, Syndrome oder schwerste neurologische Defizite vorlagen. Im Umkehrschluss kann
gefolgert werden, dass Kinder unter 6 Jahren mit einem AG, das eine invasive Diagnostik
nach sich zog, ohne sonstige Begleitsymptomatik im weiteren Verlauf keine Gedeih- oder
Wachstumsstérungen aufwiesen.

Die Frage, inwieweit Atemwegspathologien mit Gedeihstorungen korrelieren, konnte bei
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einer prospektiven Studie zur Wertigkeit einzelner Therapieprinzipien beim Vorliegen ei-
nes Stridor als gesonderte Fragestellung von Interesse sein. Dabei miisste zunéchst unter-
sucht werden, wie stark die Kinder durch ihre Atemproblematik an der Nahrungsaufnah-
me gehindert wiirden. Es wére interessant, den Einfluss einer Diagnosestellung auf die
Einleitung einer Behandlung abzuleiten, denn in der Literatur wurde bereits eine klinisch
relevante Anderung des Managements bei aufgrund von Atemgeriuschen bronchosko-
pierten Kindern beschrieben (GoprrEY et al. 1997).

Das Outcome der Kinder war bei der liberwiegenden Mehrzahl der Fille gut. Nach Aus-
wertung der Angaben der Eltern, présentierte sich das Symptom Stridor als mehrheitlich
reversibel, obwohl es hdufig in Kombination mit angeborenen oder syndromalen Erkran-
kungen auftrat. Die Patientengruppen waren nicht primér beeintrachtigt durch den Stri-
dor, sondern durch Komorbiditdten im Rahmen ihrer Grunderkrankung.

Es ist davon auszugehen, dass die Patienten im weiteren Verlauf nicht global pulmonal be-
eintrachtigt bleiben; nur wenige behielten ein AG zuriick. Die Angabe der Eltern, ob und wie
lange das Gerdusch persistierte, ist dennoch mit Vorsicht zu werten. RegelmiBig stattfindende
Untersuchungen im Abstand einiger Monate in der Klinik, in welcher die Bronchoskopie ur-
spriinglich durchgefiihrt wurde, wéren vonndten, um verléssliche Aussagen iiber die Entwick-
lung der Symptomatik zu machen. Auch die Kategorisierung der klinischen und bronchosko-
pischen Befunde sollte wiederholt im Rahmen dieser Untersuchungen vorgenommen werden,
um den Krankheitsverlaufund eine moglicherweise stattfindende Veranderung der Symptome
standardisiert beurteilen zu konnen (SHAH 1998).

Die Videobefundung von Patienten mit Stridor ist nur sinnvoll in Verbindung mit einem klini-
schen Score. Die LM-Scores nach Holinger, Shah und Sivan kénnen nur zur Auswertung von
Untersuchungen angewendet werden, bei denen die Kinder stationdr mit andsthesiologischem
oder intensivmedizinischem Backup idealerweise im wachen Zustand, transnasal, ohne Hilfs-
griffe und in Spontanatmung laryngoskopiert und anschlieBend mit entsprechender Analgo-
sedierung tracheobronchoskopiert wurden. Essentiell wire die Erstellung von Schulungsvi-
deos — bestenfalls zu jeder der drei Einteilungen nach Holinger, Shah und Sivan — damit eine

zuverldssige und intersubjektiv vergleichbare Standardisierung der Befundung erfolgen kann.
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V. Zusammenfassung

Ziel der Studie war es, den diagnostischen Einsatz fiberoptischer Laryngotracheobron-
choskopien (FLTB) bei pédiatrischen Patienten mit Stridor am UKT im Zeitraum von
2000 bis 2009 retrospektiv zu analysieren. Fragestellungen der vorliegenden Studie

waren im Einzelnen:

1. Ist die diagnostische Ausbeute der FLTB bei Patienten mit Stridor unverdndert
so hoch, dass mogliche Nebenwirkungen und Komplikationen der invasiven Untersu-
chungsmethode in einem akzeptablen Verhéltnis zum diagnostischen und therapeutischen
Benefit der sehr jungen Patienten stehen?

Die Studie konnte zeigen, dass die fiberoptische Bronchoskopie bei Sduglingen mit Stri-
dor eine unverindert hohe diagnostische Ausbeute (99,4 %, 155 von n=156 Patienten) hat.
Obwohl aufgrund des retrospektiven Charakters der Studie keine ausreichenden Informatio-
nen liber Komplikationen der Untersuchungen vorlagen, kann man in Anbetracht des meist
guten Outcome der Kinder davon ausgehen, dass keine gravierenden Komplikationen auf-
getreten sind und die Risiken im Vergleich zur hohen diagnostischen und therapeutischen
Ausbeute der Untersuchung mehr als akzeptabel sind. Standard ist, dass die Untersuchung
der Sduglinge und Kleinkinder unter stationdren Bedingungen und unter Analgosedierung
durch einen Anésthesisten oder padiatrischen Intensivmediziner erfolgt.

2. Welche Komorbidititen lagen bei fiberoptisch untersuchten Kindern mit Stridor
in der ersten Dekade des neuen Jahrtausends (2000—2009) vor?

Die hiufigsten Differentialdiagnosen der Atemwegserkrankungen bei Stridor sind die
Laryngomalazie (34,0%), Tracheomalazie (17,9 %), Bronchomalazie (19,2 %), Recur-
rensparese (14,7 %) und subglottische Stenose (13,5%). Auffillig viele Kinder wiesen
die Diagnose Laryngomalazie in Kombination mit Komorbidititen auf, d.h. syndroma-
len Erkrankungen (26,3 %) (M. Down, Pierre-Robin-Sequenz), neurologischen Patholo-
gien (9,6 %) (Zerebralparesen, Balkenagenesie, spastische Tetraparese) und Herzfehlern
(30,8%). Dabei ist dieser Umstand nicht zuletzt auf die Selektion der Patienten an einem
universitdren Haus der Maximalversorgung mit einem hohen Grad der Spezialisierung
auf die Fachbereiche Kinderkardiologie, Pulmologie und Intensivmedizin und dem hohen

Anteil postoperativer Patienten zuriickzufiihren.

3. Wie ist die Lebensqualitit und das Outcome von Kindern, die wegen eines Atem-
gerdusches im ersten Lebensjahr fiberoptisch untersucht wurden? Wie lange persistierten
die Atemgerdusche? Weisen diese Kinder spéter hdufiger andere Atemwegserkrankungen
wie Asthma oder Pseudokrupp auf?

Bei Patienten, deren Atemgerdusch (AG) bis zum Ende des Untersuchungszeitraumes

persistierte, wurden auffillig viele Félle von LM diagnostiziert. 32,2% (22 von n=68)

64



der Kinder, die bei der Untersuchung unter 7 Jahre alt waren und deren Eltern den Frage-
bogen mit der Angabe zur Persistenz des AG zuriickgeschickt hatten, hatten ein AG bis
zum Ende des Untersuchungszeitraumes behalten. Davon wiesen 59% (13 von n=22)
eine LM auf. 24,4 % (10 von n=41) der Kinder, die bei der Untersuchung unter 7 Monate
alt waren und deren Eltern ebenfalls die entsprechende Angabe im Fragebogen gemacht
hatten, behielten ein AG bis zum Ende des Untersuchungszeitraumes. In dieser Gruppe
hatten 70% (7 von n=10) eine LM. Nur einer dieser Félle wies jedoch die LM isoliert
auf, so dass davon ausgegangen wird, dass mit einer Persistenz des AG {iber die ersten
beiden Lebensjahre hinaus nur bei Patienten mit gravierenden zusdtzlichen Pathologien

gerechnet werden kann.

4. Konnen anhand der Videodokumentation fiberoptischer Untersuchungen auch
retrospektiv Diagnosen gestellt werden, und wie hoch ist die Inter- bzw. Intraobserver-
varianz einzuschitzen? Sind die von Holinger (1982), Shah (1998) und Sivan (2006)
gewdhlten Einteilungen der Laryngomalazie in der Praxis anwendbar und wie hoch ist
deren IOV und ItrOV?

Die vorliegenden Ergebnisse zeigten, dass eine isolierte Befundung von Bronchoskopie-
Videosequenzen ohne zusétzliche Informationen tiber das klinische Bild und den Krank-
heitsverlauf, von eingeschriankter Aussagekraft und die interindividuelle Vergleichbarkeit

dieser Befunde nicht gegeben ist.

Grundsitze der Beurteilung von videodokumentierten FLTB durch unterschiedliche Un-
tersucher sollten sein:
1. Die Befundung kann nur in Kenntnis der Anamnese und der Klinik (Scores) erfolgen.
2. Die FLTB muss in Spontanatmung ohne zusitzliche Hilfsmittel (Laryngoskop,
Esmarch-Handgriff) transnasal oder -oral durchgefiihrt werden, um die funktio-
nelle Anatomie des Larynx und Pharynx beurteilen zu kdnnen.
3. Die Einteilung nach Holinger kann in der Praxis angewendet werden, wenn die
vorherrschende Pathologie benannt wird.
4. Die Untersucher sollten im Vorfeld der Befundung durch Beispielvideos in der

Einteilung der Laryngomalazie nach Holinger, Shah und Sivan geschult werden.
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VII. Abkiirzungsverzeichnis

AG = Atemgerdusch

ASD II = Vorhofseptumdefekt vom Sekundumtyp
AWD = Atemwegsdiagnose

BM = Bronchomalazie

Bronch = Bronchoskopiebefund

CT = Computertomographie

HKU = Herzkatheteruntersuchung

IOV = Interobservervarianz

[trOV = Intraobservervarianz

FLTB = fiberoptische Laryngotracheobronchoskopie
LM = Laryngomalazie

LuFu = Lungenfunktionspriifung

MRT = Magnetresonanztomographie
OAO = Obere Atemwegsobstruktion

OPB = Ohne pathologischen Befund
PDA = Persistierender Ductus Arteriosus
PFO = Persistierendes Foramen Ovale
ROTh = Rontgen Thorax

TM = Tracheomalazie

UKT = Universitétskinderklinik Tiibingen
Ul1-3 = Untersucher 1-3

VSD = Ventrikelseptumdefekt
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Anhang

VIII.

Befundungsbogen

Eikelberg, Kumpf: Priifplan Stridor im Kindesalter Version 1.1

Auswertungsbogen

Patient

Band Auswerternder:

dargestellt wurden:

Eikelberg, Kumpf: Priifplan Stridor im Kindesalter Version 1.1

Einteilung 1

« posterolateraler  posteriorer anteriorer Prolaps (viue ankreuzen gaf. auch in Kombination)

e Refluxzeichen Oja  Onein

e Asprirationszeichen Oja Onein

Einteilung 2 nach Holinger 1982

Weichgaumen: Oja O nein
Zungengrund: Oja O nein
Hypopharynx: Oja O nein
Aryknorpel: Oja  Onein
Glottis einsehbar: O komplett O vorderes Drittel O nein
Subglottisch einsehbar: Oja Onein
Trachea dargestellt Oja Onein
Erhobene Befunde:
Schleimhautschwellung:
O Nein Oja O Aryknorpel
O Glottis
O Sonstig
Hyperiimie
O Nein Oja O Aryknorpel
O Glottis
O Epiglottis
Sekret
O Nein Oja OKlar
O weiBl
O Hypersekretion
Sekretpenetration
O nein Oja O Larynx
O Glottis
Parese
O nein Oja O Aryknorpel Links/ Rechts
O Glottis Links/Rechts
Sonstiges
M d G Tumor/Cyste/F

TypI  Einwir gung der ary
Falte, speziell der kuneiformen Knorpel, die
hiiufig abnorm vergroBert sind.

TypII lange, tubulire Epiglottis,
die sich bei der Inspiration einrollt.

TypIIl  Vorverlagerung und medialer Kollaps der
Aryknorpel mit Verschluss der Glottis.

Typ IV Dorsalverlagerung der Epiglottis
mit Kontakt zur Pharynxhinterwand.

TypV  Abnorm verkiirzte aryepiglottische Falten.

Einteilung 3 nach Shivan 2006

Valleeula

Corniculats certiluge

Trachea

Befund Punkte Befund Punkte

Aryknorpel Epiglottis
Kein erkennbarer Kollaps 0 Normale Epiglottis, kein Einrollen wihrend 0
in die Glottis bei Inspiration der Inspiration
Diskreter Kollaps 1 Diskretes lingsseitiges Einrollen der 1
der Aryknorpel in die Glottis Epiglottis
Kollaps der Aryknorpel in dieGlottis, 2 Einrollen der Epiglottis 2
25-50% der Stimmbiinder verdeckt ohne Kontakt der lateralen Kanten
Kollaps der Aryknorpel in dieGlottis, 3 Intermittierender Kontakt der lateralen 3
75% der Stimmbiinder verdeckt Kanten
Kollaps der Aryknorpel in dieGlottis, 4 Fortwiihrender Kontakt bzw. Uberlappen 4
100% der Stimmbiinder verdeckt der lateralen Kanten
Eigene Diagnose im Klartext

Bildqualitiit Aufnahmedauer Beurteilbarkeit Larynx

sellecat O bz O schlecht O

augeichend [ auseichend [ aseichend [

o | et O ot O

e Wie oft angesehen?

Ix  2x >3x
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Anschreiben an die Eltern

Sehr geehrte

wir wenden uns heute an Sie, da |hr Kind in unserer Klinik aufgrund eines Atemgerausches (Stridor) mittels
flexibler Bronchoskopie (Lungenspiegelung) untersucht wurde. Da es bislang nur wenige Informationen dar-
Uber gibt, wie es Kindern, die einmal ein solches Atemgerausch hatten, spater geht und wie ihr Leben aus-

sieht, wollen wir dies im Rahmen einer wissenschaftlichen Untersuchung herausfinden.

Unsere Untersuchungen beziehen sich auf ca. 200 Kinder und Jugendliche, die zwischen Januar 2000 und
Dezember 2009 bronchoskopiert wurden.
Mit beiliegendem Fragebogen méchten wir Antworten u. a. auf folgende Fragen finden.

Wie sieht ein Leben der Kinder aus, die im Sauglingsalter ein Atemgerausch aufwiesen?

o Welche ,Lebensqualitat* haben diese Kinder und ihre Familie?

o Wie sieht ihr tagliches Leben aus? Wie ist ihre Versorgungssituation?

o Inwieweit beeintréchtigten die damaligen Beschwerden die Entwicklung des Kindes?

o Wie geht das Kind und die Familie mit evtl. heute noch bestehenden Beschwerden um?

o Mit welchen Komplikationen muss gerechnet werden? Worauf sollte man gefasst sein?

Mit den Ergebnissen dieser Doktorarbeit soll in der Kinderklinik TUbingen die Vorgehensweise bei dem Auf-
treten des Symptoms Stridor betrachtet werden und die Untersuchungsmethode Bronchoskopie ausgewertet
werden. Unser Ziel ist es, den Familien eine verbesserte und problemorientierte Hilfeleistung anbieten zu
kénnen, gestltzt auf die von Ihnen und anderen Familien gemachten Erfahrungen mit ihren bronchoskopier-
ten Kindern.

Wir hoffen, dass es so mdéglich wird, in Zukunft betroffene Eltern und Patienten besser begleiten zu kénnen.
Sollte es so sein, dass bei ihrem Kind keine weiteren BehandlungsmaRnahmen nétig waren und es sich
vollig normal entwickelte, méchten wir Sie trotzdem bitten, den entsprechenden Fragebogen zu beantworten,
um ein moéglichst umfassendes Verstandnis fir die Zeit nach dem Krankenhausaufenthalt und der
Bronchoskopie zu erhalten.

Die Teilnahme erfolgt natirlich freiwillig und es steht lhnen frei, die Beantwortung abzulehnen, ohne dabei
Nachteile befirchten zu mussen.

Diesem Brief ist ein Riickumschlag beigelegt, damit Sie, wenn Sie es wilinschen, unkompliziert an der Studie
teilnehmen kénnen. Sollten Sie keine Zeit haben, den Fragebogen ausgefiillt zurtickschicken, wird unsere
Doktorandin, Frau Kristin Eikelberg, Sie einmalig telefonisch kontaktieren. Wir bitten Sie dies nicht als No&ti-
gung zu verstehen, doch noch teilzunehmen. Sie kénnen selbstverstandlich auch dann sofort die Teilnahme
verweigern.

Die Informationen, die im Rahmen der Doktorarbeit gesammelt werden unterliegen dem Datenschutz und
werden streng vertraulich behandelt.

Wir wiirden uns freuen, wenn Sie uns bei unserer Arbeit unterstiitzen wiirden, denn nur mit lhrer Hilfe wird
es uns gelingen, bessere Bedingungen fir betroffene Kinder und Eltern zu erarbeiten.

Prof.Dr.M.Hofbeck Dr.M.Kumpf cand med.Kristin Eikelberg
Arztl.Direktor Oberarzt Doktorandin

71



Fragebogen an die Eltern S.1/4

Name, Vorname

Geburtsdatum

Identifikationsnummer

Sehr geehrte Eltern,

Auf diesem Deckblatt befinden sich der Name und das Geburtsdatum Ihres
Kindes zusammen mit einer sinnfreien, mehrstelligen Identifikationsnum-
mer.

Aus Griinden des Datenschutzes findet sich auf den folgenden Seiten des
Fragebogens nur noch die Identifikationsnummer ohne Angabe von Name
oder Geburtsdatum.

Dadurch wird gewihrleistet, dass die im Folgenden erhobenen Daten absolut
anonym behandelt werden.

Selbstverstindlich unterliegen dennoch alle Beteiligten der irztlichen
Schweigepflicht.

Die Teilnahme an dieser Umfrage ist freiwillig. Eine Ablehnung ist jederzeit
moglich ohne dabei Nachteile befiirchten zu miissen.
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Fragebogen an die Eltern S.2 / 4

Identifikationsnummer

1.

OO O0OO0O0OO0OO0OO0OO0oOOo o

o

10.

Wie alt ist ihr Kind jetzt? Jahre
Wie grof3 ist Ihr Kind? cm
Wie schwer ist lhr Kind? kg

War lhr Kind friihgeboren?
Nein
Ja ,welche Schwangerschaftswoche? Schwangerschaftswoche

Wie geht es lhrem Kind im Moment?
Gesund

Husten

Fieber

Vermehrtes Sekret

Atemnot in Ruhe

Atemnot bei Belastung
Atemgerdusch beim Einatmen
Atemgerausch beim Ausatmen
Atemgerausch tagstiber
Atemgerausch nachts

Muss lhr Kind regelmafig Medikamente einnehmen?
Nein
Ja, welche

Muss lhr Kind inhalieren?
Nein
Ja

Erhalt Ihr Kind therapeutische Unterstiitzung?

A Ergotherapie nein ja
B Logopidie nein ja
C Krankengymnastik nein ja
D Friihforderung nein ja

Braucht Ihr Kind Sauerstoff?
Nein
Ja

Wie viele Atemwegsinfekte hatte lhr Kind im letzten Jahr?
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Fragebogen an die Eltern S.3 /4

ldentiikationsnummer

11.
0]
0]

12.

16.

17.

Hat lhr Kind noch Atemgerausche?
Nein
Ja

Wie lange hatte Ihr Kind Atemgerausche?

Hat Ihr Kind Pseudokrupp?
Nein
Ja

Hat lhr Kind Asthma
Nein
Ja

Hat lhr Kind Allergien

Nein

Ja, welche? (z. Bsp. Heuschnupfen, Hausstaubmilben)
Bitte benennen:

Wie viele Bronchoskopien wurden seit der ersten Bronchoskopie durchgefiihrt?

Wie viele Krankenhauseinweisungen gab es seit der ersten Bronchoskopie?

Ihr Kind befand sich im Zeitraum vom 1.1.1999 bis 31.12.2009 in stationdrer Behandlung im Kinderkli-
nikum der Universitatsklinik Tibingen. Es wurde im Rahmen dieses Aufenthaltes eine Bronchoskopie

durchgefihrt.
18.  Gab es nach der ersten Bronchoskopie Komplikationen bzw. eine Verschlechterung der
bestehenden Symptomatik?
O Verstarkter Husten
O Erhohter Sauerstoffbedarf
O Medikamentenbedarf (z. Bsp. Entziindungshemmer)
O Fieber
19.  Musste lhr Kind im Anschluss an die Untersuchung langer im Krankenhaus bleiben?
O Nein, nur kurz im Aufwachraum
O Ja, auf der Intensivstation

Wenn ja, wie lange?

Musste lhr Kind wahrenddessen beatmet werden?
(6] Nein
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Fragebogen an die Eltern S.4 /4

Identifikationsnummer

20. Waren Sie damals der Ansicht, diese Untersuchung sei absolut notwendig gewesen,
um die Ursache fiir die Beschwerden / Symptome lhres Kindes zu erfahren?

O Nein
O Ja

21.  Fiihlten Sie sich damals geniligend aufgeklart, um die Entscheidung fiir die

Untersuchung, treffen zu konnen?

O Nein
O Ja

22. Hatjemand in der Familie Asthma?

O Nein
O Ja,wer?

23. Hatjemand in der Familie Allergien?

O Nein
O Ja,wer?
O Welche?

Tabelle 45: Ubersicht iiber alle bei der LTB gestellten und in Excel - Tabellen dokumentierten Komorbidititen der Patienten, die
unter Stridorindikation bronchoskopiert wurden. Bei der Auswertung der Héufigkeiten dieser Diagnosen wurden die syndromalen
Erkrankungen und die neurologischen Pathologien zusammengefasst gewertet.

Grunddiagnose 1

Syndromale Erkrankung

Grunddiagnosen

Neurologische Pathologie

Sonstige

Pierre-Robin-Sequenz
Morbus Down

Morbus Crouzon
Heterotaxiesyndrom
WPW-Syndrom
Cateye-Syndrom
Silver-Russel-Syndrom
Dandy-Walker-Malformation
Apert-Syndrom
Monosomie22ql1
Dysmorphie-Syndrom
CHARGE-Assoziation
VACTERL-Assoziation

Lissencephalie
Krampfleiden
Balkenagenesie
spastische Tetraparese
Zerebralparese

Septum - Pellucidum - Agenesie
Balkenmangel

dystone Bewegungsstorung
progrediente Hirnatrophie
Retardierung

Zystische Fibrose
Lymphangiom

Trauma

Dystrophie

Sepsis
Neurofibromatose Typl
Oesophagusatresie
Anpassungsstorung
Dysphagie
Z.n.Polyhydramnion

Grunddiagnose 2 (angeborene) Herzfehler Sonstige
Transposition der groflen Arterien Reflux
Z.n. ISTA-Resektion
VSD Mediastinalabszess
AVSD
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Tabelle 46: Ubersicht iiber die bronchoskopisch gestellten Atemwegsdiagnosen. Die Einteilung erfolgte nach der Lokalisation der
Lésionen, Fehlbildungen und Obstruktionen in den Atemwegen.

Atemwegsdiagnosen

Atemwegsdiagnose allgemein

Obere Atemwegsobstruktion (OAO)
Hidmangiom

Epipharynxkrampfe
Bronchopulmonale Dysplasie
Schleimhautodem
Mekoniumaspiration
Atemnotsyndrom

Retrogenie

Atemwegsdiagnose supraglottisch 1

Laryngomalazie
Pharynxstenose
Retroglossie
Choanalatresie
supraglottische Stenose

Atemwegsdiagnose supraglottisch 2

Recurrensparese
Mikrolarynx
Larynxddem
Choanalstenose

Atemwegsdiagnose glottisch

Aryknorpelhyperplasie
Stimmbanddyskinesie
Aryknorpelfusion

Hypertrophierte Aryschleimhautfalte
Stimmbandsynechie

Verletzung der Glottis dorsal

Atemwegsdiagnose subglottisch 1

Tracheomalazie
subglottische Stenose
Trachealstenose
Trachealfehlbildung

Atemwegsdiagnose subglottisch 2

Bronchomalazie
Bronchusstenose
Bronchusfehlbildung
(obstruktive) Bronchitis
Pneumonie
Zwerchfellparese
Atelektase
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Tabelle 47: Die Tabelle zeigt die Anzahl der Nennungen der einzelnen Grunddiagnosen an. Sie bezieht sich auf die 96 Patienten, bei
welchen im Rahmen der ersten Bronchoskopie eine Grunddiagnose gestellt worden war. 132mal wurden die angegebenen Grund-
diagnosen genannt. Die Spalte ,,Prozent* gibt an, welchen Anteil die einzelne Diagnose an allen Grunddiagnosen hat. Die Spalte
,Prozent der Fille“ zeigt dagegen die Prozentuierung auf Basis der 96 Fille = Patienten (Janssen 2007).

Grunddiagnosen der Stridorpatienten

n Prozent Prozent der Fille
ohne pathologischen Befund 2 1,5% 2,1%
syndromale Grunderkrankung 41 31,1% 42,7%
neurologische Pathologie 15 11,4% 15,6%
Mehrfachbehinderung 1 0,8% 1,0%
Lymphangiom 1 0,8% 1,0%
Trauma 4 3,0% 4.2%
Dystrophie 2 1,5% 2,1%
Sepsis 1 0,8% 1,0%
Neurofibromatosel 1 0,8% 1,0%
Oesophagusatresie 5 3,8% 5.2%
Anpassungsstéorung 2 1,5% 2,1%
Dysphagie 1 0,8% 1,0%
Z.n.Polyhydramnion 1 0,8% 1,0%
fraglich 1 0,8% 1,0%
Herzfehler 48 36,4% 50,0%
Reflux 2 1,5% 2,1%
Mediastinalabszess 1 0,8% 1,0%
Retardierung 3 2,3% 3,1%
Gesamt 132 100,0% 137,5%
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Tabelle 48: Die Tabelle zeigt die Nennungen der Atemwegsdiagnosen an. Sie bezieht sich auf 139 der 156 Stridorpatienten, bei
denen eine oder mehrere Atemwegsdiagnosen gestellt worden waren. 17 Patienten ohne Atemwegsdiagnose hatten einen Stridor im
Rahmen ihrer Grunderkrankungen bzw. iatrogen hervorgerufen.

Atemwegsdiagnosen der Stridorpatienten

Diagnosen n Prozent Prozent der

Fille
OAO 16 6,3 % 11,5 %
Himangiom 2 0,8 % 1,4 %
Epipharynxkrimpfe 1 0,4 % 0,7 %
BPD 1 0,4 % 0,7 %
CF 1 0,4 % 0,7 %
Schleimhautéodem 1 0,4 % 0,7 %
Mekoniumaspiration 1 0,4 % 0,7 %
ANS 2 0,8 % 1,4 %
Laryngomalazie 53 20,9 % 38,1 %
Pharynxstenose 1 0,4 % 0,7 %
Retroglossie 1 0,4 % 0,7 %
Choanalatresie 1 0,4 % 0,7 %
supraglottische Stenose 1 0,4 % 0,7 %
Recurrensparese 23 9,1 % 16,5 %
Mikrolarynx 10 4,0 % 7,2 %
Larynxodem 1 0,4 % 0,7 %
Choanalstenose 3 1,2 % 2,2 %
Retrogenie 1 0,4 % 0,7 %
Aryknorpelhyperplasie 11 4,3 % 7,9 %
Stimmbanddyskinesie 2 0,8 % 1,4 %
Aryknorpelfusion 1 0,4 % 0,7 %
Hypertrophierte Aryschleimhautfalte 2 0,8 % 1,4 %
Stimmbandsynechie 2 0,8 % 1,4 %
Stimmbanddyskinesie 1 0,4 % 0,7 %
Tracheomalazie 28 11,1 % 20,1 %
subglottische Stenose 21 8,3 % 15,1 %
Trachealstenose 11 43 % 7,9 %
Trachealfehlbildung 2 0,8 % 1,4 %
Bronchomalazie 30 11,9 % 21,6 %
Bronchusstenose 9 3,6 % 6,5 %
Bronchusanomalie 3 1,2% 2.2 %
(obstruktive) Bronchitis 5 2,0 % 3,6 %
Schleimhautédem 2 0,8 % 1,4 %
Pneumonie 2 0,8 % 1,4 %
Atelektase 1 0,4 % 0,7 %
Gesamt 253 100,0 % 182,0 %
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Tabelle 49: Die Tabelle zeigt die Patienten an, die im weiteren Verlauf verstorben sind. Aufféllig ist, dass keines dieser Kinder
nicht multimorbide zum Zeitpunkt der Untersuchung war und diverse chronische oder angeborene Erkrankungen aufweist. Die
dokumentierte Untersuchungsreihenfolge bei Patient Nr. 9 war in dem zum Fragebogen beigeleten Elternbrief aufgelistet. Bronch =
Bronchoskopiebefund, LuFu = Lungenfunktionspriifung, HKU = Herzkatheteruntersuchung, CT = Computertomographie.

Diagnosen Alter .
Nr. Geschlecht Untersuchungen Befunde/ Diagnosen Outcome
Grunderkrankungen (Monate)
9 m Morbus Down 4 Elternbrief: Bronch: verstorben
Tracheomalazie Lungenfunktionspriifung  Bronchusstenose
Bronchoskopie Mikrolarynx
Schlaflabor
24 w Pierre-Robin-Sequenz 10 Schlaflabor Bronch: verstorben
Mikrolarynx Lungenfunktionspriifung  Bronchomalazie
Bronchomalazie Bronchoskopie Mikrolarynx
114 m Morbus Down 12 Lungenfunktionspriifung LuFu: verstorben
Tracheomalazie Rontgen-Thorax “mafige pulmonale
Obstruktive Bronchitis CT Uberblihung” (W. Ba-
Echokardiographie den, Bronchoskopiebe-
Bronchoskopie fund vom 9.12.2003),
Bronch:
obstruktive Bronchitis
Tracheomalazie
148 m Balkenagenesie 2 Herzkatheter HKU: “leichte sekundére  verstorben
statomotorische Retardierung Bronchoskopie pulmonale Hypertonie”
Multiple Herzfehler Echokardiographie (L. Sieverding, Herz-
Recurrensparese katheterbefund vom
16.7.2003)
98 m Mehrfachbehinderung 24 Bronchoskopie Bronch: verstorben
schwere spastische Tetraparese Recurrensparese
Dystrophie
Mikrocephalie
OAO
Tabelle 50: Tabelle mit Standardwerten als Indikatoren fiir al- Tabelle 51: Tabelle mit Standardwerten als Indikatoren fiir al-
tersgerechtes Wachstum und Gewicht bei Jungen. Die Angaben tersgerechtes Wachstum und Gewicht bei Médchen. Die An-
beruhen auf Daten gestillter und angemessen gefiitterter Kinder gaben beruhen auf Daten gestillter und angemessen gefiitterter
aus unterschiedlichen ethnischen Gruppen (Onis 2006) Kinder aus unterschiedlichen ethnischen Gruppen (Onis 2006).
BMI-Werte WHO Jungen BMI-Werte WHO Miidchen
Alter (Mo) SD3neg SDO0 SD3 Alter (Mo) SD3neg Median SD3
1 13,4 16,8 21,6 1 12,7 16,4 21,6
2 12,7 15,7 20,3 2 12,1 15,4 20,3
3 12,4 15,6 20,0 3 12,1 15,4 20,3
4 12,1 15,3 19.9 4 11,8 15,3 20,6
5 12,0 15,2 20,3 5 11,6 15,3 21,1
6 12,1 15,3 20,7 6 11,7 15,3 22,1
7 12,3 15,5 20,6 7 11,8 15,4 23,3
8 12,4 15,7 22,8 8 11,9 15,7 24,8
9 12,6 16,0 243 9 12,1 16,1 26,5
10 12,8 16,4 26,1 10 12,4 16,6 28,4
11 13,1 16,9 28,0 11 12,7 17,2 30,2
12 13,4 17,5 30,0 12 13,2 18,0 31,9
13 13,8 18,2 31,7 13 13,6 18,8 334
14 14,3 19,0 33,1 14 14,0 19,6 34,7
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Abbildung 18: Die Punkte zeigen an, wo die Patienten der Studie mit ihrem aktuellen, von den Eltern im Fra-
gebogen angegebenen Korpergewicht und Korpergrofie bezogen auf die altersgerechten Perzentilkurven an-
zusiedeln sind. Vier der Jungen mit auffilligen Gewichts- oder Grofenangaben wiesen analog dazu multiple
Erkrankungen auf (= ®).
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Abbildung 19: Die Punkte zeigen an, wo die Patienten der Studie mit ihrem aktuellen, von den Eltern im Fra-
gebogen angegebenen Korpergewicht und Korpergrofie bezogen auf die altersgerechten Perzentilkurven anzu-
siedeln sind. Vier der Médchen mit auffélligen Gewichts- oder Grofienangaben wiesen analog dazu multiple
Erkrankungen auf (=®).
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Tabelle 52 Tabelle 53

Grunddiagnosen der Patienten (Hauptgruppe, Grunddiagnosen der Patienten (Hauptgruppe,
n = 156) mit persistierendem Atemgerédusch bis zum n = 156) ohne persistierendes Atemgerédusch bis
Ende des Beobachtungszeitraumes zum Ende des Beobachtungszeitraumes
Diagnosen n  Prozent dpel;-olf‘gllllte Diagnosen n Prozent d]:e:'OlZ?jillllte
kein pathologischer kein pathologischer
Befund 17 38,6% 77,3% Befund 59 64,8% 128,3%
syndromale syndromale
Grunderkrankung 6 13,6% 27,3% Grunderkrankung 7 7,7% 15.2%
neurologische neurologische Pathologie 1 1,1% 2.2%
Pathologie > 11.4% 22,7% CHARGE-Assoziation 1 1,1% 2,2%
Dystrophie 1 2,3% 4,5% Trauma 1 1.1% 2.2%
VACTERL-Assoziation 1 2,3% 4,5% Neurofibromatosel 1 1.1% 2.2%
Z.n.Polyhydramnion 1 2,3% 4,5% Anpassungsstorung | 1.1% 2.2%
Herzfehler 11 25,0% 50,0% Dysphagie 1 1.1% 2.2%
Reflux ! 2,3% 4,5% Herzfehler 15 165%  32,6%
Retardierung ! 2,3% 4,5% Mediastinalabszess 1 1,1% 2,2%
Gesamt 44 100,0% 200,0% Fraglich ) 2.2% 43%
Gesamt 91 100,0% 197,8%
Tabelle 54 Tabelle 55
Grunddiagnosen der Patienten (Untergruppe, n = 89), mit Grunddiagnosen der Patienten (Untergruppe, n = 89), ohne
persistierendem Atemgeriusch bis zum Ende des Beobach- persistierendes Atemgeriusch bis zum Ende des Beobach-
tungszeitraumes tungszeitraumes
Diagnosen n Prozent Prolz?;llllteder Diagnosen n Prozent Pro;;llllteder
Syndromale Erkrankung 5 35,7% 55,6% Syndromale Erkrankung 3 15,8% 17,6%
Neurologische Pathologie 2 14,3% 22,2% Trauma 1 5,3% 5,9%
Z.n. Polyhydramnion 1 7,1% 11,1% Anpassungsstorung 2 10,5% 11,8%
Herzfehler 5 35,7% 55,6% fraglich 1 5,3% 5,9%
Retardierung 1 7,1% 11,1% Herzfehler 10 52,6% 58,8%
Gesamt 14 100,0% 155,6% Mediastinalabszess 1 5,3% 5,9%
Gesamt 19 100,0% 111,8%
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Tabelle 56

Atemwegsdiagnosen bei 89 Patienten (Untergruppe):

Goldstandard
Diagnose n Prozent Prozent der Fille
kein pathologischer Befund 1 0,5 % 1,1 %
0OAO 6 3.2% 6,3 %
Himangiom 5 2,7 % 5,3 %
Epipharynxkrimpfe 2 1,1 % 2,1 %
CF 1 0,5 % 1,1 %
ANS 3 1,6 % 3.2%
Laryngomalazie 47 25,1 % 49,5 %
Pharynxstenose 1 0,5 % 1,1 %
Retroglossie 1 0,5 % 1,1 %
Recurrensparese 21 11,2 % 22,1 %
Mikrolarynx 10 5,3% 10,5 %
Choanalstenose 2 1,1 % 2,1 %
Retrogenie 1 0,5 % 1,1 %
Aryknorpelhyperplasie 8 4,3 % 8,4 %
Stimmbanddyskinesie 2 1,1 % 2,1 %
Hypertrophierte Aryschleimhautfalte 1 0,5 % 1,1 %
Stimmbandsynechie 2 1,1 % 2,1 %
Tracheomalazie 17 9,1 % 17,9 %
subglottische Stenose 9 4.8 % 9,5 %
Trachealstenose 5 2,7 % 5.3 %
Trachealfehlbildung 1 0,5 % 1,1 %
Bronchomalazie 22 11,8 % 232 %
Bronchusstenose 10 5,3 % 10,5 %
Bronchusanomalie 3 1,6 % 3.2%
(obstruktive) Bronchitis 2 1,1 % 2,1 %
Zwerchfellparese 3 1,6 % 3,2 %
Atelektase 1 0,5 % 1,1 %
Gesamt 187 100,0 % 196,8 %
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Tabelle 57: Die Tabelle zeigt alle Nennungen von Atemwegsdiagnosen, die bei der Videobefundung im Rahmen der Studie von den
drei Untersuchern unabhéngig voneinander gestellt worden waren. Drei Untersucher vergaben insgesamt 174mal die Diagnose LM,
69mal blieb sie fraglich. Die Angaben beziehen sich auf 89 der 156 Stridorpatienten, die bei der Erstuntersuchung unter 7 Monate

alt waren.

Atemwegsdiagnosen bei 89 Patienten der Videobefundung:
Ergebnisse der drei Untersucher

Diagnose n Prozent  Prozent der Fille
ohne pathologischen Befund 12 4,0 % 12,0 %
fraglich 69 23,0 % 69,0 %
Reflux 6 2,0 % 6,0 %
OAO 4 1,3 % 4,0 %
Himangiom 6 2,0 % 6,0 %
Laryngomalazie 174 58,0 % 174,0 %
Recurrensparese 22 7.3 % 22,0 %
Larynxédem 1 0,3 % 1,0 %
Stimmbanddyskinesie 1 0,3 % 1,0 %
subglottische Stenose 5 1,7 % 5,0 %
Gesamt 300 100,0 % 300,0 %

Tabelle 58: Die Ergebnisse der Berechnung des Ubereinstimmungsparameters Kappa zwischen den drei Untersuchern
zeigt, dass die Ubereinstimmung in den meisten Fillen an Zufall grenzt. Bei der Beurteilung der Einteilung nach Shah be-
ziiglich Refluxzeichenkonnte Kappa nicht berechnet werden, da Untersucher 2 hier in allen Fiéllen ,nein“ angegeben hatte.
Sivan 1 = Aryknorpel - Score, Sivan 2 = Epiglottis - Score.

Ubersicht: UbereinstimmungsmaBe Interobservervarianzanalyse
Kappa 1/2 Kappa 1/3 Kappa 2/3

Bildqualitit 0,179 -0,022 0,033
Aufnahmedauer 0,227 0,372 0,199
Beurteilbarkeit Larynx 0,33 0,201 0,288
Darstellung Weichgaumen 0,291 0,189 0,459
Darstellung Zungengrund 0,045 0,219 0,189
Darstellung Hypopharynx 0,216 0,182 0,295
Darstellung Aryknorpel -0,018 -0,078 -0,017
Glottis einsehbar 0,315 0,25 0,145
Subglottischer Raum einsehbar 0,703 0,422 0,538
Darstellung Trachea 0,592 0,314 0,461
Diagnose 0,095 0,117 0,235
Shah anatomisch 0,082 -0,004 0,018
Shah (Reflux) - 0,043 -
Shah (Aspiration) -0,034 0,105 -0,038
Holinger 0,044 0,063 0,09
Sivan 1 -0,034 0,105 -0,038
Sivan 2 0,137 0,217 0,05
Schleimhautschwellung 0,231 0,223 0,26
Hyperiamie 0,24 0,321 0,244
Sekret 0,377 0,115 0,191
Sekretpenetration 0,543 0,257 0,16
Sonstiges 0,586 0,483 0,682
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Anzahl der Ubereinstimmungen:
Aryknorpelscore

.Aryknorpelscore nicht moglich
Aryknorpelscore Kollaps + bis 50% der Stimmbé&nder bedeckt
Aryknorpelscore Kollaps + Giber 50% der Stimmbéander bedeckt
1

18 9 18
16 14
1 0
6 5
| % . 7
u1/uU2 u1/U3 U2/U3

Abbildung 20: Die Abbildung zeigt die Anzahl der Ubereinstimmungen bei Einzelfillen beziiglich des Aryk-
norpelscores bei den drei Untersuchern. Die Zahlen beziehen sich jeweils auf 100 Videosequenzen. Erkennbar
ist, dass jeweils nur knapp 20 Fille tibereinstimmend eingeteilt wurden.

Anzahl der Ubereinstimmungen: Epiglottisscore

.Epiglottisscore nicht moglich
Epiglottisscore Einrollen ohne Kontakt der Kanten

Epiglottisscore Einrollen mit Kontakt der Kanten
56

20 21 17

N RN R
7zA
u1/u2 u1/u3 u2/u3
Abbildung 21: Die Abbildung zeigt die Anzahl der Ubereinstimmungen bei Einzelfillen beziiglich des Epi-
glottisscores bei den drei Untersuchern. Die Zahlen beziehen sich jeweils auf 100 Videosequenzen. Weit we-

niger Fille als beim Aryknorpelscore wurden iibereinstimmend bewertet. Lediglich U2 und U3 stimmten bei
iiber der Hilfte der Fille, die sie als nicht einteilbar nach diesem Score befanden, iiberein.
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