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Adolesan Hastada Bronsektazinin Ender Bir Nedeni
Olarak Vaskiiler Ring

Vascular Ring as a Rare Cause of Bronchiectasis in an
Adolescent Patient

Tuba Tuncel ®, Ozlem Sancakl @, Ulas Karadas ®, Mehmet Bozkurt ©, Baran Ugurlu ®
Emine Ece Ozdogru ©

(074

Vaskiiler ringler, trakea ve/veya 6zofagus basisina neden olan arkus aortanin konjenital anomalileridir. Vaskiler
ringlerin neden oldugu trakea basisi stridor, tekrarlayan akciger infeksiyonlari, kronik &kstriik ve hisilti, 6zefagus
basisi ise disfaji, beslenme zorluklari ve kusmaya neden olmaktadir. Bronsektazi, bronsial yapida dilatasyon ve
distorsiyon ile seyreden ve kronik akciger hastaligina yol agan bir yapisal bozukluktur. Bronsektazinin en sik neden-
leri kistik fibrozis ve gecirilmis akciger infeksiyonlari iken konjenital anomaliler ender rastlanan nedenler arasinda-
dir. Bu makalede, bronsektazisi olan ve vaskdiler ring tanisi alan bir olgu sunuldu.

On yedi yasinda kiz hasta, sirekli balgamli 6ksiiriik yakinmasi ile basvurdu. Hastanin siitgocuklugu déneminden
itibaren akciger infeksiyonlari oldugu 6grenildi. Hastanin ¢ekilen Toraks BT’sinde sag akciger st lob ve orta lobda
ve sol akciger alt lobda bronsektazi, 6zefagus ve trakeanin posteriorunda saga dogru ilerleyen aberan subklavyen
arter gértldi. Bronsektazinin diger nedenleri agisindan yapilan tetkikleri normal olan hasta vaskiiler ring nedeniy-
le opere edildi.

Hasta, bronsektazinin ender bir nedeni olan konjenital anomalisi olmasi ve adolesan dénemde tani almasi nedeniy-
le ilging bulunarak sunuldu.

Anahtar kelimeler: Adolesan, bronsektazi, vaskiiler ring
ABSTRACT

Vascular rings are congenital anomalies of the aortic arch that can cause compression of the trachea and/or
esophagus. The compression of the trachea can cause stridor, recurrent respiratory infections, chronic cough/
wheezing, the compression of the esophagus can cause dysphagia, feeding difficulties and/or vomiting.
Bronchiectasis is a structural disorder that progresses with bronchial dilatation and distortion and causes chronic
lung disease. While the most common causes of bronchiectasis are cystic fibrosis and lung infections, congenital
anomalies are rare.

A 17-year-old girl admitted with a complaint of persistent cough with sputum. It was learned that the patient had
recurrent lung infections since infancy. Computed tomography of thorax revealed that bronchiectasis is at upper
and middle lobes of the right lung and lower lobe of the left lung and the aberrant subclavian artery the right in
the posterior of the esophagus and the trachea. The diagnostic investigations, which for the other causes of
bronchiectasis, were normal and, she was operated for a vascular ring.

The patient is presented as interesting because it has a congenital anomaly, which is a rare cause of bronchiectasis
and is diagnosed in the adolescent period.

Keywords: Adolescent, bronchiectasis, vascular ring

GIRIiS turmakla birlikte, gercek sikhgi bilinme-

mektedir *?. En sik rastlanan formlar
Vaskiler ringler, trakea ve/veya o6zefa- sag arkus aorta aberan sol subklavyen
gus basisina neden olan arkus aortanin  arter ve cift arkus aortadir ©), Vaskiiler
konjenital anomalileridir. Konjenital kalp  ringlerin neden oldugu trakea basisi,
hastaliklarinin yaklagik %1-3’Unl olus-  stridor, yineleyen akciger infeksiyonlari,
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kronik oksurik ve hisilti, 6zefagus basisi ise disfaji,
beslenme zorluklari ve kusmaya neden olmaktadir.
Ancak, ozellikle inkomplet vaskiiler ringler asempto-
matik olabilmektedir. Hastalarin biyik ¢cogunlugun-
da semptomlar ¢cocukluk ¢aginda baslamakla birlikte,
eriskin donemde semptom veren veya o doneme
kadar tani alamayan olgular da bildirilmistir 24>,

Bronsektazi, bronsial yapida dilatasyon ve distorsi-
yon ile seyreden ve kronik akciger hastaligina yol
acan bir yapisal bozukluktur. Gelismis Ulkelerde en
sik bronsektazi nedeni kistik fibrozis iken gelismekte
olan (Ulkelerde gecirilmis infeksiyonlardir ©7),
Konjenital hava yolu anomalilerinin bronsektaziye
neden olabilecegi bildiriimekle birlikte, genis seriler-

de oldukg¢a ender bir neden oldugu gorilmektedir
(78

Burada, adolesan donemde bronsektazi etiyolojisi
arastirilirken tani alan bir vaskdler ring olgusu sunul-
mustur.

OoLGU

On yedi yasinda kiz olgu, oksurik ve balgam ¢ikarma
yakinmasi ile basvurdu. Hastanin bebeklik dénemin-
den itibaren akciger infeksiyonu nedeniyle sik sik
tedavi aldigl, ancak hig tetkik edilmedigi, zeka geriligi
nedeniyle kisa bir slre 6zel egitim aldigl, ancak son-
rasinda devam etmedigi 6grenildi.

Hastanin fizik muayenesinde; boy: 151 cm (3p altin-
da), agirhik: 56 kg (25-50p), KB: 110/65mmHg, KTA:
84/dk., SS:12/dk., VI: 36,7 °C idi. Akciger oskdiltasyo-
nunda bilateral ince raller ve ronkisler duyuldu.
Hasta mental retarde goriinimde idi ve agzindan
surekli salya aktig1 gozlendi. Diger sistem bakilarinda
patolojik bulgu saptanmadi.

Tam kan sayimi ve akut faz belirtegleri normal olan
hastanin gekilen akciger grafisinde sag parakardiyak
alanda atelektazi, bilateral parakardiyak infiltrasyon
saptandi. Toraks BT’sinde sag akciger Ust lob posteri-
or segmentte silendirik bronsektaziler ve subseg-
mental atelektazi, sag akciger orta lobda belirgin

284

Tepecik Egit. ve Arast. Hast. Dergisi 2021;31(2):283-7

voliim kaybina neden olan atelektatik degisiklikler ve
bronsektaziler, sol akciger alt lobda minimal perib-
ronsial kalinlasma ve bronsektatik degisiklikler sap-
tandi (Resim 1-3). Ozefagusun normalden ¢ok genis
oldugu gozlendi (Resim 4). Ozefagus ve trakeanin

" |

Resim 1-2-3. Toraks BT parankim penceresi goriintiilerinde sag akciger
iist lob posterior segmentte silendirik brongektaziler ve subsegmental
atelektazi, sag akciger orta lobda belirgin voliim kaybina neden olan
atelektatik degisiklikler ve brongektaziler, sol akciger alt lobda minimal
peribrongial kalinlasma ve brongektatik degisiklikler.
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posteriorunda saga dogru ilerleyen aberan subklav-
yen arter gorildi (Resim 5). Hastada bronsektazinin
etiyolojik nedenleri agisindan yapilan diger incele-
melerde, ter testi, immunolojik degerlendirme nor-
mal bulundu. Ekokardiyografide mitral valv prolapsu-
su disinda patolojik bulgu saptanmadi. Hastanin kli-
nik bulgularinin vaskiler ringe bagh gelisen 6zefagus
basisi ve kronik aspirasyona sekonder tekrarlayan
akciger infeksiyonlarina baglh olabilecegi distunalda.
Taniyi kesinlestirmek icin kardiyak MRI gekildi (Resim
6). Normal sol arkus aorta seyirli olan hastada aorta-
nin 4. dali olarak ¢ikan ve retrodzefagial seyir goste-
ren anormal sag subklavyen arter gorintilendi.
Hastaya sol torakotomi yapildi. Anormal sag subkla-
viyen arter bulunarak baglandi ve kesildi. Uzerindeki
gerilimin alinmasi ile birlikte arterin kendiliginden
sag mediastene kaydigi ve 6zefagus lGizerindeki baski-
nin kayboldugu gorildi. Sag kol dolasimi ile ilgili
sorun bir sorun gozlenmedi.

Resim 4. Toraks BT mediasten penceresi goriintiilerinde genislemis
ozefagus (kirmizi ok).

Resim 5. Toraks BT mediasten penceresi goriintiilerinde 6zefagus ve
trakeanin posteriorinde saga dogru ilerleyen aberan subklavyen arter
(kirmizi ok).

Operasyon sonrasinda alti aylik siire icinde iki kez
bronsektazi alevlenmesi nedeniyle tedavi gereksini-
mi olan olgu, sonrasinda eriskin yasa ulasmasi nede-
niyle gbglis hastaliklarina devredildi. Hasta o donem-
den sonra hastanemize basvurmadigi igin takip bul-
gulari 6grenilemedi.

Resim 6. Kardiyak MRI-Desendan aorta kdkenli sag subklavyen arter
(kirmizi ok).

TARTISMA

Vaskiler ringler, konjenital kalp hastaliklari icinde
ender gorilen bir grup hastaliktir ve gercek sikhgi
bilinmemektedir. Semptomlar trakea ve/veya 6zefa-
gus basisina bagh olarak gorilmektedir. Basvuru
aninda hastalarinda %70-97’sinde solunum sistemi-
ne ait semptomlar sdz konusudur. Ozellikle kiicik
yastaki hastalarda ortaya cikan en sik bulgu stridor-
dur ©). Blyuk yastaki cocuklarda ilk bagsvuru sempto-
mu olarak yineleyen akciger infeksiyonlari daha sik
gorilmektedir 9, Vaskiler ring nedeniyle izlenen
hastalarin incelendigi Ulkemizden bir ¢alismada,
olgularin %56’sinda solunum sistemi semptomlari,
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bu hastalarin %88’inde yineleyen hisilti, bronsiolit,
yineleyen akciger infeksiyonlari ve stridor bildirilmis-
tir @, Yirmi dért olguyu iceren baska bir calismada da
en sik solunum semptomu stridor ve hisilti olarak
saptanmistir ®¥, Eriskin yasta tani alan olgularda da
%43 oraninda yineleyen akciger infeksiyonu bulun-
mustur ®. Hastamizda siirekli balgamli 6kstrik oyku-
sli olmakla birlikte solunum sistemine ait hisilti veya
stridor gibi baska bir semptom yoktu. Solunum siste-
mi semptomlarina olgularin yaklasik %25’inde bes-
lenme glicligu ve kusma basta olmak {izere gastroin-
testinal sistem semptomlari eslik etmektedir @,
Hastalarin %5-15’inde izole bir semptom olarak dis-
faji gorulebilmektedir ©. Eriskin hastalarin en sik
semptomu %63 ile disfaji olarak bulunmustur ©.
Hastamizda gastrointestinal sistemi ilgilendiren
kusma, beslenme gigcligini duslindirecek disfaji
yakinmasi yoktu. Hastamizin toraks BT’sinde 6zefa-
gusun cok genis olmasi 6zefagus basisini diisiindir-
mekle birlikte mental retardasyonu ve konusma
kisitlihgr nedeniyle olasi bir yutma glicligina tarif
edemedigi ve ailenin sosyokdltirel agidan geri olma-
si nedeniyle herhangi bir bulguyu fark edemedikleri
distndlda.

Vaskdiler ringli hastalar genellikle stitcocuklugu déne-
minde semptomatik olmaktadirlar. Yayinlanmis calis-
malarda, ortanca tani yasi 4,5 ay-1,5 yas olmakla
birlikte, hastalar arasinda dogar dogmaz tani alan
olgular yaninda adolesan dénemde tani alabilenler
de vardir »*9, Olgu sunumlarinda 48 yasinda basla-
yan disfaji nedeniyle tetkik edilirken, vaskiler ring
tanisi alan bir olgu vardir 2, Literattirde eriskin yasta
tani alarak opere olan 65 hastayi kapsayan bir ¢alis-
ma da vardir ©. Hastamizin akciger sorunlari aslinda
stcocuklugu doneminde baslamis, ancak bu agidan
ilk kez tetkik edildigi yas olan 17 yasinda vaskiler
ring tanisi almisti. Bu nedenle erken donemde semp-
tomatik olmasina ragmen gec tani alan bir olgu oldu-
gu disantldi.

Bronsektazi etiyolojisine bakildiginda gelismemis/
gelismekte olan Ulkelerde en sik bronsektazi nedeni
gecirilmis akciger infeksiyonlaridir . Bunu immun
yvetmezlikler, yineleyen aspirasyonlar, yabanci cisim
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aspirasyonu ve primer siliyer diskinezi izlemektedir
. Konjenital hava yolu anomalileri nadir rastlanan
bronsektazi nedenlerindendir. 989 KF disi bronsekta-
zili gocugun verilerinin incelendigi bir derlemede,
konjenital anomali sikligi %4 olarak bulunmustur 7).
Ulkemizden yapilan KF disi bronsektazili 110 hastayi
iceren bir calismada, biri konjenital bronsektazi birisi
de pulmoner sekestrasyon olmak lizere 2 hastada
(%1,8) bronsektazi nedeni olarak konjenital anomali-
ler bulunmustur @), Ulkemizden yapilan baska bir
calismada, KF disi bronsektazi olan 66 hastadan
2’sinde (%3) neden olarak konjenital anomali saptan-
mis ve bu hastalardan birinde vaskiler ring bulun-
mustur ®. Gorulduglu gibi konjenital anomaliler ve
vaskiler ringler ender bir bronsektazi nedeni olarak
karsimiza ¢ikmaktadir.

Vaskdler ring tanisi icin 6ncelikle sliphe duyulmasi
gerekmektedir. Akciger lateral grafilerinde trakeanin
anteriora dogru egrilmesi vaskiler ringden sliphe-
lendirebilir @. Baryumlu ozefagus grafisi genellikle
yutma sorunu olan hastalarda 6zefagustaki basiyi
gérmek amaciyla istenmektedir >4, Bronkoskopi,
trakeadaki dinamik basiyl géstermek amaciyla yapil-
makla birlikte, rutin kullanimi tartismalidir (434,
Ekokardiyografi ile her zaman vaskiler yapilarin
degerlendirilmesi olasi olmayip, genellikle eslik eden
kardiyak anomalileri degerlendirmek amaciyla yapil-
maktadir >!Y, Su anda tani amaciyla en ¢ok kullani-
lan tetkik manyetik rezonans anjiografi (MRA) veya
kontrasth bilgisayarli tomografidir (BT). Bu yontem-
lerle tani konuldugu gibi operasyon icin gerekli olan
anatomik detayda saglanabilir, ancak hangi tetkikin
istenecegi hastaya ve hastanin izlendigi merkeze
gore degisebilmektedir ?>1% Hastamiz yineleyen
akciger infeksiyonu nedeniyle tetkik amaciyla iste-
nen kontrastli toraks BT incelemesi ile vaskiler ring
tanisini aldi. Ek kardiyak anomaliler agisindan yapilan
ekokardiyografi ise mitral valv prolapsusu disinda
normal bulundu.

Hastamizda vaskdler ringe sekonder aspirasyon oldu-
gu, ancak gerek hastanin dile getirememesi gerekse
ailenin sosyokdiltiirel yapisi nedeniyle semptomlarin
gozden kactigl, aspirasyonlara sekonder pnémoninin
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tekrarlamasi ile bronsektazi gelistigi disunildi.
Hasta, bronsektazi etiyolojisinde sik rastlanmayan bir
vaskiler ring olgusu olmasi ve adolesan donemde
tani almasi nedeniyle ilging bulundu. Yineleyen akci-
ger infeksiyonu olan hastalarda altta yatan hastaligin
erken tani almasi durumunda bronsektazi gelisimi
engellenebilir. Bu hastalarin erken donemde tetkik
edilmesi gerekliliginin animsatiimasi, her yasta kon-
jenital anomalilerin akilda tutulmasi ve 06zellikle
semptomlari dile getiremeyen hastalarda daha dik-
katli olunmasinin vurgulanmasi amaciyla sunuldu.
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