OLGU SUNUMU CASE REPORT

COMAK PARMAKLA SEYREDEN BIR INTRAPULMONER
SEKESTRASYON OLGUSU

A CASE OF INTRAPULMONARY SEQUESTRATION
WITH DIGITAL CLUBBING
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GiRiS

Pulmoner sekestrasyon (PS), komplikasyon ge-
lismedikge normal trakeabronsiyal agacla baglantisi
olmayan ve arteriyel beslenmesi pulmoner arter ye-
rine anormal bir sistemik arter tarafindan saglanan,
nonfonksiyone akciger dokusu ile karakterize, nadir
goérilen bir konjenital malformasyondur. intralober ve
ekstralober olmak tzere iki formu vardir. Ekstralober
sekestrasyon (ELS), anatomik olarak akciger paran-
kiminden ayridir ve kendine ait bir plevrasi mevcuttur.
intralober sekestrasyon (ILS) ise normal akciger pa-
rankimi ve normal visseral plevra ile gevrelenmistir.?

Pulmoner sekestrasyon, ilk kez 1861 yilinda Roc-
hitanksy ve Rectorzik tarafindan aksesuar pulmoner
lob seklinde tanimlanmis olup 1946'da Pryce tara-
findan pulmoner sekestrasyon olarak yeniden adlan-
dinlmistir.® Sekestrasyon terimi kokenini Latince bir
kelime olan ‘sequestrare’den almakta ve ‘ayirmak’
anlamina gelmektedir.*

Pulmoner sekestrasyon, tim konjenital pulmoner
malformasyonlar iginde % 0.15-6.4'lik bir insidansa
sahiptir.> Genel popiilasyonda beklenen insidans %
2'nin altindadir.5 Pulmoner sekestrasyonlar, olgularin
% 74’Unde ILS, % 24’inde ELS ve geriye kalan %
2'sinde de bronkopulmoner 6n bagirsak anomalileri
bashg@i altinda toplanabilirler.”

Her iki form da erkeklerde daha fazla gérilir.® Pul-
moner sekestrasyon gériilen olgularin %53.2 si erkek
%46.8 i kadindir.®

Bu makalede gomak parmagi olan, bronsektazi ile
kanstirilan bir intralober sekestrasyon olgusu sunul-
mus ve ilgili literatr gézden gegirilmistir.

OLGU SUNUMU

Otuz bir yasinda erkek hasta, bir ay énce ani
baslayan sirt agrisi yakinmasiyla bagvurdu. Cocuklu-
gundan bu yana olan 6ksurik ve balgam yakinmalari
mevcut idi. Hastanin TA: 110/70 mm Hg, nabiz: 86/
dk, vicut i1sisi: 36.8 °C, solunum sayisi: 16/dk idi. Sis-
temik muayene ile sol akciger bazalinde inspiratuvar
raller ve Gist ekstremitelerinde gomak parmak saptan-
di. PA akciger grafisinde sol hiler dolgunluk, sol orta
ve alt zonda parakardiyak alanda, bir kisminda hava
sivi seviyesi bulunan kistik olugumlar izlendi. Bilgisa-
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yarli toraks tomografisinde (BT), sol akciger alt lobda
varik6z-sakkiiler tipte bronsiektazi olarak yorumlanan
olusumlar ve iglerinde hava sivi seviyeleri saptandi
(Resim 1). Solunum fonksiyon testleri ve rutin labo-
ratuvar degerleri normal bulunan hastaya fiberoptik
bronkoskopi yapildi. Endobronsial lezyon izlenmedi;
sol akciger alt lobdan alinan brong lavajinin sitolojik
incelemesi enfeksiyonla uyumlu idi. Bronsiektazi 6n
tanisiyla ve sik tekrarlayan enfeksiyonlar nedeniyle
g6gus cerrahisi bolumu ile konsiilte edildi ve ope-
rasyon karari alindi. intraoperatif inspeksiyonda sol
alt lobda konsolide, ekspanse olmayan ve posterior
yerlesimli bir lezyon izlendi. Sol alt lob diseksiyonu
sirasinda anatomik vaskilarizasyon diginda sadece
alt loba lokalize, pulsatil, torasik aorttan kaynaklanan
bir arteriyel yapi mevcuttu. Yine alt lob orijinli inter-
kostal venlere uzanan bir vaskiiler yapi izlendi. Bu iki
adet aberran damar baglanarak kesildi. Daha sonra
alt lobektomi uygulandi. Alinan materyalin histopato-
lojik incelemesi ile kronik inflamasyon, kiboidal epi-
tel ile doseli alveol yapilan, kalin duvarh damarlar ve
kolumnar epitel ile déseli kistik bosluk saptandi ve bu
bulgular intralober sekestrasyon ile uyumiu bulundu
(Resim 2).

TARTISMA
Pulmoner sekestrasyonun patogenezini agiklama-
ya yonelik bir gok teori 6ne suriimastar. En yaygin
olarak kabul edilen teoriye gére PS, embriyogenez si-
rasinda normal akciger tomurcuklarinin alt kisminda
aksesuar bir tomurcuk gelismesi sonucu olugur. Daha
sonra, bu aksesuar tomurcugu besleyen, genellikle

Resim 1. Toraks BT'de sol alt lobda multipl kistik olusumlar
izlenmektedir.
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aorttan kaynaklanan bagimsiz bir arter gelisir. Béyle-
ce, normal trakeobronsiyal agagtan bagimsiz olarak
gelisen PS olusur.™

Sekestre akciger dokusu, sagda daha sik sapta-
yan aragtirmacilar olsa da® % 90’a varan oranlarda
sol tarafta bazale yakin yerlesir. Arteriyel kanlanma-
lari buyik oranda (% 75) torasik aortadan olur, ka-
lani abdominal aortadan kanlanir.”" ILS’nin venéz
dénisu pulmoner venlere olurken, ELS’nin azygos ve
hemiazygosa yani sistemik venlere olmaktadir. Ancak
nadiren, degisik venlere ve atriuma drene olabilir.6

intralober sekestrasyon, % 15 oraninda asemp-
tomatik olup akciger grafilerinde intratorasik bir kitle
olarak tesadiifen fark edilebilir. Ancak, gogunlukla,
yasamin ilk iki dekadinda semptomlar ortaya cikar.*5#
En sik gorilen klinik tablo, sunulan olguda oldugu gibi
rekurren ya da kronik, lokalize pulmoner enfeksiyon-
dur.*®'2 Rekirren ates, 6ksurik, terleme, pléritik agri
ve purulan balgam siklikla mevcuttur.?

intralober sekestrasyon icine mukus salgilanma-
si, kistik olusuma neden olarak gevre akcigerde ba-
slya bagl atelektazi olusturabilir ve eklenen enfeksi-
yon, sekestrasyon bélgesine de yayilarak bir bronsi-
yal baglantiya sebep olabilir.*

Aberan damarlardaki dejeneratif aterosklerotik
degisiklikler veya eslik eden AV malformasyonlar he-
moptiziye neden olabilir."

Pulmoner sekestrasyonlu olgularda gomak par-
mak ¢ok nadirdir."*'* Bu olgularda gomak parmagin
slUipurasyona sekonder gelismesi muhtemeldir.

Blyik ILS’lerde nadiren kardiyovaskiler sistem
semptom ve bulgular olabilir. Bazi hastalarda, biiyiik
bir arterden sekestrasyona olan akima bagl olarak
g6gus duvarinda duyulan sirekli veya pansistolik
ufurim saptanabilir.* Sistemik arterlerden kanlanan
dokunun venéz drenajinin sistemik vene olmasiyla
soldan saga, yine sistemik arterle beslenen dokunun
drenajinin pulmoner vene dékillmesiyle soldan sola
sant sonucu kalp yetmezligi ve pulmoner hipertansi-
yon gelisir. Uzun sirerse pulmoner vaskiiler hastalik
ve kardiyomiyopati gelisebilir.'®
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Resim 2. Kronik inflamasyon, kiiboidal epitel ile déseli alveol

yapilari, kalin duvarl damarlar ve kolumnar epitel ile déseli
kistik bosluk gorilmektedir. H.Ex100

Nadiren gastrointestinal sistem ile baglanti olus-
masi sonucu, disfaji, regurjitasyon, kusma, hemate-
mez gibi semptomlar gelisebilir."”

intralober sekestrasyonda goriulen en sik komp-
likasyon, tekrarlayan nonspesifik enfeksiyonlardir.
Masif hemotoraks, fatal masif hemoptizi, fungal mi-
cetoma, tiberkiloz, kalp yetmezIigi, benign timérler,
karsinom bildirilen diger komplikasyonlardir.8.14.18

Ayirici tanida, pnémoni, apse, tiiberkiloz, bron-
sektazi gibi enfeksiyonlar, diyafragmatik herni, bron-
kojenik kist, perikardiyal kist, kistik adenomatoid mal-
formasyon gibi konjenital malformasyonlar, ekstrame-
diller hematopoez, lateral menengosel gibi paraver-
tabral kitleler ve nérojenik timor, akciger kanseri gibi
maligniteler akilda tutulmalidir.*®

PS, siklikla bronsektazi ile karistiriimakta ve gogu
kez bronsektazi 6n tanisiyla yapilan operasyonlarla
tani konulmaktadir.’>? Sunulan olguda da muhteme-
len sekestrasyonun icine mukus salgilanarak kistik
goranum olugmus, bu da radyolojik olarak brongek-
taziyi taklit etmistir. Ayni lokalizasyonda tekrarlayan
enfeksiyonlar da bu 6n taniy1 akla getirmistir.

Pulmoner sekestrasyonlu hastalarin PA akciger
grafileri gogunlukla anormaldir ve alt lobun posteroba-
zalinde dens kitle, difliz infiltrasyon ya da kistik alanlar
izlenebilir.!
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Bilgisayarl toraks tomografisi, hem anormal ak-
ciger parankimini hem de sekestrasyonu besleyen
anormal damarlan gosterebilir.2' Ancak BT, multipl
damarlanmalarda, kigik veya oblik-kivrimli seyirli
damarlarin varliginda ya da pediatrik yas grubunda
yetersiz kalabilir.2* Ayrica, dogumsal kistik adenoma-
toid malformasyon, amfizem, akciger apsesi, brongi-
ektazi ya da maligniteden ayirim, preoperatif direkt
grafi veya BT ile yapilamayabilir.??> Sundugumuz ol-
gunun Toraks BT’sinde sekestrasyonu besleyen anor-
mal damarlar izlenememistir ve olgu radyolojik olarak
bronsektaziyle karistiriimigtir.

MRI, damarlari ve anormal pulmoner parankimi
gosterir ancak bazen kicik damarlar gézden kaca-
bildigi gibi parankimi dederlendirmede BT kadar ay-
dinlatici degildir.2! PS’nin tanisi aortagrafi ve selektif
arteriyografi ile konur; bu yolla anormal arteriyel bes-
lenme ve vendz drenaj gosterilebilir.22!2 Anjiyografi
altin standart olarak kabul edilmektedir.?#? Ayrica,
MR anjiyografi,'®? BT anjiyografi’’ gibi yontemler son
yillarda gelisen alternatif tani yontemleridir.

Bronkoskopi, sadece nonspesifik enfeksiyonu ve
tutulan lobdan gelen pirilan sekresyonu gosterebilir.
Ayni zamanda yabanci cisim aspirasyonu gibi ihtimal-
leri ekarte ettirir.?

Bu yontemlerle tani konamayan hastalar cerra-
hiye gidebilir. Bu olguda da yapilan tetkiklerle taniya
ulasilamamis, sik enfekte olan brongektazi 6n tanisiy-
la operasyon uygulanmigtir.

Operasyon materyali makroskopik olarak saglam
parankimden kolayca ayrilabilecek goérinimde ve
gri-kirmizi renktedir®. Genellikle degisik boyutlardaki
multipl kistlerden olusur. Kistler mukus, miikopurilan
madde veya hava igerir. Mikroskopik olarak, kartilaj,
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bronsiyal bezler ve alveoler parankim gibi normal ak-
ciger elemanlar anormal bir diizen iginde bulunur ve
enfeksiyon gegirenlerde inflamatuvar degisiklikler ve
fibrozis siktir.®

Pulmoner sekestrasyonlarin kesin tedavisi cerrahi
rezeksiyondur. Olgular asemptomatik olsalar da sik
enfeksiyon, hemorajik komplikasyonlar ve malignite
gelisme riski nedeniyle elektif sartlarda operasyon
onerilmektedir. Lobektomi, segmentektomi gibi ana-
tomik rezeksiyonlar veya sekestrektomi ve damarsal
yapilarin kesilmesi tedavinin ana prensiplerinden-
dir.”"" Damarlarin kesilemedigi durumlarda sekest-
re kisim ¢ikariimadan sadece basit baglamayla bile
olumlu sonuglar bildirilmistir." Bazi yazarlar arteriyel
embolizasyonla sekestre kismi rezorbsiyona birakir-
larken bazilar da ameliyatta giivenli ¢aligabilmek igin
preoperatif embolizasyon yapilmasinin 6nermekte-
dir.223° Embolizasyon, hayati tehdit eden masif veya
rekiirren hemoptizi tedavisinde de kullanilan bir teda-
vi yontemidir.3!

Pulmoner sekestrasyonlarda operasyon sonuglari
iyidir. Ancak, enfeksiyon mevcutsa, plevral adezyon-
lar olusmus olabilir ve operasyon sirasinda aberran
damarlarin identifikasyonu biyiik dikkat gerektirir.?
Arterin kaza ile kesilmesi, mediastene ya da diyaf-
ragma altina, kolay bulunamayan bir noktaya retrakte
olmasina yol agabilir.* Fatal intraoperatif hemoraji ge-
lisebilir .2

Sonug olarak; Pulmoner sekestrasyon nadir bir
antite olsa da radyolojik olarak siklikla karigtigi bron-
siektazi 6n tanisi ile incelenen hastalarda akilda tu-
tulmalidi. Comak parmak, PS’da nadir goriilen bir
bulgu olup siipiirasyona sekonder gelistigi dusunul-
mektedir.

131




10.

il

Louie HW, Martin SM, Mulder DG. Pulmo-
nary sequestration; 17 year experience at
UCLA. Am Surg 1993;59(12):801-5.

Kamiyoshirara M, Kawashima O, Sakata S,
et al. Extra lober pulmonary sequestration
in the posterior mediastinum. Scand Cardio-
vasc J 2001;35:157-8.

Shamji FM, Sachs HJ, Perkins DG. Cystic
disease of the lungs. Surg Clin North Am
1988;68(3):581-620.

Gustafon RA, Murray GF, Warden HE, Hill
RC, Rozar GE. Intralobar sequestration;
A missed diagnosis. Ann Thorac Surgery
1989;47:841-7.

Savic B, Birtel FJ, Tholen W, et al. Lung
sequestration: report of seven cases and
review of 540 published cases. Thorax
1979;34:96-101.

Yuncu G, Gille A, Ceylan K. Akciger
sekestrasyonu (olgu sunumu). Heybeliada
Tip Bilteni 2001;7:58-61.

Yiksel M, Kalayci G. Konjenital akciger
hastaliklani. Gégus Cerrahisi, Ed: Yiksel
M, Kalayci G. Ozlem Grafik Matbaacilik,
Istanbul 2001:304-5.

O’Mara CS, Baker RR, Jeyasingham K. Pul-
monary sequestration; Collective reviews.
Surg Gynecol Obstet 1978;147:609-16.

Karaoglanoglu N, Kiarkgiioglu C, Demircan
S, et al. Surgical treatment of pulmonary se-
questrations: Results of 10 surgically treat-
ed patients. Turk J Med Res 1995;13:185-8.

Corbett JH, Humphrey GME. Pulmo-
nary sequestration. Paediatr Respir Rev
2004;5(1):59-68.

Sipahi S, Gursu RU, Kaksal C. intralober
pulmoner sekestrasyon vakasi ve literatiirl-
erin gézden gegcirilmesi. Cerrahpasa J Med

Copyright © 2010 by Tirk Tip Dergisi

132

VYO

n2:

13.

14.

15.

17

18.

19.

20.

21.

KAYNAKLAR

2000;31:168-71.

Sirmah M, Aydin E, Agagkiran Y ve ark.
Sag alt lobda lokalize intralober pulmoner
sekestrasyon olgusu. Solunum Hastaliklan
2004;15:55-8.

Sugio K, Kanetos, et al. Pulmonary seques-
tration in older child and in adults. Int Surg
1992;77:102-7.

Hekelaar N, van Uffelen R, van Uliet ACM,
et al. Primary lymphoepithelioma-like carci-
noma within an intralobular sequestration.
Eur Respir J 2000;16:1025-7.

Hopkins RL, Levine SD, Waring
WW.Intralobar sequestration. Demonstration
of collateral ventilation by nuclear lung scan.
Chest 1982;82:192-3.

. Tandon M, Wamock ML. Plexogenic angiop-

athy in pulmonary intralobar sequestrations:
pathogenetic mechanisms. Hum Pathol
1993;24: 263-73.

Gerle RD, Jaretzki A, Ashley CA, Berne AS,
et al. Congenital bronchopulmonary-foregut
malformation; pulmonary sequestration
communicating with the gastrointestinal
tract. N Engl J Med 1968; 278(26):1413-5.

Yaldiz S, Tark F, Gursoy S ve ark. Extralobar
pulmonary sequestration in posterior medi-
astinum. izmir Gégius Hastaliklan Dergisi
2004;18(3):129-32.

Cooke CR. Bronchopulmonary sequestra-
tion. Respiratory Care 2006;51(6):661-4.

Goriir R, Yildizhan A, Yiyit N ve ark. Akciger
sekestrasyonu:  Brongiyektazi nedeniyle
opere edilen 4 geng erigkin olgu. Giilhane
Tip Dergisi 2008;50:39-41.

Felker RE, Tonkin ILD. Imaging of pulmo-
nary sequestration. Review Article. Am J
Roentgenol 1990;154:241-9.

23.

24

25.

26.

27

28.

29.

30.

31.

. Raemdonck DV, Boeck KD, Devlieger H, et

al. Pulmonary sequestration: a comparison
between pediatric and adult patients. Eur J
Cardiothoracic Surg 2001;19:338-95.

Saygi A, Caglayan B ve ark. Anjiografi ile
tani konmus bir intrapulmoner sekestrasyon
olgusu. Solunum Hastaliklan 1992;3:425-
30.

Sahin E, Kaptanoglu M, Nadir A ve ark.
Ender bir sekestrasyon olgusu. Toraks Der-
gisi 2004,5(3):216-9.

Ocakli B, Sulu E, Karakurt Z ve ark. Intrapul-
monary sequestration: A case report. Turkish
Respiratory Journal 2003;4(3):150-2.

Lehnhardt S, Winterer JT, Uhmmeister P.
Pulmonary sequestration: demonstration of
blood supply with 2D and 3D MR angiogra-
phy. Eur J Radiol 2002;44:28-32.

Agrabawi HE. Pulmonary sequestration:
Case report. Journal of Clinical and Diag-
nostic Research 2007;1(2):73-5.

Luck SR. Congenital bronchopulmonary
malformations. Current problems in Surgery
1986;23(4):245-314.

Tokel K, Boyvat F, Varan B. Coil emboli-
zation of pulmonary sequestration in two
infants: a safe alternative to surgery. AJR
2000;175:993-5.

Dinkel HP, Hoppe H, Striffeler HU, Triller
J. Preoperative arterial embolization of
intralobar lung sequestration. Radiologie
2001;41:10014.

Kanazawa S, Miyake T, Ishida A, et al. In-
tralobar pulmonary sequestration supplied
by multiple anomalous arteries: Report of a
Case. Surg Today 2001;31:701-4.

Turkish Medical Journal 2010;4(3)




