Tekrarlayan Higiltinin Nadir Bir Nedeni Olarak
Pulmoner Arter Slingi

PULMONARY SLING AS A RARE CAUSE OF RECURRENT WHEEZING
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OZET

Pulmoner vaskiler sling, sol pulmoner arterin sag pulmoner arterden cikip trakea
etrafinda bir halka ve bastya neden oldugu c¢ok nadir olarak rastlanan gelisimsel
konjenital vaskiler bir anomalidir. Burada; tekrarlayan hisiltt ve alt solunum yolu
enfeksiyonlari nedeni ile hastanemize gonderilen ve pulmoner vaskiiler sling tanist
almis 13 aylik bir erkek hasta sunuldu. Hastanin baryumlu 6zefagus grafisinde
Ozefagus anterior lateral kesiminde indentasyon izlendi ve toraks manyetik rezonans
goruntilleme ve anjiografi tetkikleri ile de pulmoner arter slingi tanist dogrulandi.
Operasyondan hemen sonra hastanin semptomlart diizeldi. Sonug olarak, tekrarlayan
hisilti ve alt solunum yolu enfeksiyonu olan ¢ocuk hastalarda, pulmoner vaskuler
sling ayirict tanilar arasinda distintlmelidir.

Anahtar sdzciikler: Pulmoner vaskiiler sling, cocuk, hisilti, pnémoni

SUMMARY

Pulmonary vascular sling is a rare congenital condition in which the left pulmonary
artery arises from the right pulmonary artery forming a sling around the trachea
causing tracheal compression. We report a 13-month-old male patient with
pulmonary vascular sling who was referred to our hospital because of recurrent
wheezing and frequent lower respiratory tract infections. Barium-esophagography
showed an indentation at the level of the anterior lateral segment of esophagus and
thorax magnetic resonance imaging and angiography confirmed the diagnosis of
pulmonary vascular sling. Relief of symptoms was achieved immediately after
surgery. Therefore, in children with recurrent wheezing and lower respiratory tract
infections, pulmonary vascular sling should be considered in the differential
diagnosis.
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Pulmoner arter slingi, sol pulmoner arterin sag
pulmoner arterden ¢ikip, trakea ve 6zafagus arasindan
iletleyerek sol akciger hilusuna ulagarak sag ana brons
ve trakeada bastya neden oldugu ¢ok nadir olarak rast-
lanan gelisimsel vaskiiler bir anomalidir. Infant déne-
minde ciddi havayolu obstriiksiyonu bulgularina neden
olur (1,2). Sunulan vaka, tekrarlayan higilt1 ve alt solu-
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num yolu enfeksiyonlarinin nedeni arastirtlirken, vas-
kiler ringler icinde en az rastlanant olan pulmoner
sling tanist almig bir hastadi.

OLGU SUNUMU

Onlig aylik erkek hasta, 6kstrtk ve hirilti sikayetleri
ile bagvurdu. Oykiisiinden benzer sikayetlerin 2,5 ay-
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liktan itibaren nerede ise her ay tekrarladig, her sefe-
rinde Okstrik, nefes darligt ve hiriltlt solunum nedeni
ile hastaneye yatirilarak nebulize beta-2 agonist ve
steroid tedavilerinin uygulandigr ancak tekrarlayan hi-
siltt etiolojisine yonelik ileri tetkiklerinin yapilmadigt
ogrenildi.  Ozgeemisinde yedi kez hisilt, ii¢ kez
pnémoni nedenti ile hastaneye yatirilmasi disinda 6zel-
lik yoktu. Hastanin fizik muayenesinde ekspitiumu
belirgin olarak uzun, akciger oskiltasyonunda bilateral
yaygin sibilan ronkisler mevcut idi. Diger sistem baki-
larinda patolojik bulgu yoktu.

Hastanin yapilan tetkiklerinde tam kan sayimi normal
sinirlarda, C-reaktif protein: 1,26 mg/dL idi. On-arka
akciger grafisinde bilateral peribronsial kalinlagmalar
disinda 6zellik yoktu. Hisiltt etiolojisine yonelik yapilan
tetkiklerinde Ig A: 74 mg/dL (N: 14-159 mg/dL), Ig
M: 148 mg/dL (N: 43-207 mg/dL), Ig G: 865 mg/dL
(N: 345-1236 mg/dL), Ig E: 45 TU/mL (N: 0-230
IU/mL), spesifik Ig E (Yumurta, inek suti, inhalan
allerjenler): Negatif, ter testi: 28mEq/L, PPD: 9x9mm
idi. Ozefagus mide duodenom grafisinde 6zefagus
anterior lateral kesimindeki indentasyon vaskiler ring
ile uyumlu bulunan hastanin, bunun izerine yapilan
ekokardiyografik incelemesinde sol pul-moner sling,
minimal mitral yetmezlik ve ince restrikte patent
foramen ovale saptandi (Sekil 1).

Toraks manyetik rezonans incelemesi ve anjiografi
tetkiki de pulmoner sling ile uyumlu bulundu (Sekil 2).
Elektif sartlarda, gogiis kalp damar cerrahisi ekibi tara-
findan pulmoner arter rekonstritksiyonu yapilan hasta,
postoperatif altinct ayinda olup, halen ataksiz olarak
izlenmektedir.

TARTISMA

Aortik ark ve pulmoner arterin konjenital anomalileri,
infant déneminde havayolu obstriiksiyonunun 6nemli
bir nedenidir. Bu anormal damatlar trakea ve
Ozefagusu cevreleyip, bast olusturduklar icin vaskiiler
ring olarak adladirilirlar. Vaskiler ringler icinde en na-
dir olarak rastlanan, altinct brankial arkin anormal geli-
simi sonucu olugan aberan sol pulmoner arter (Pulmo-

ner sling) dir. {lk vaka 1897 yilinda rapor edilmistir (3).

Vaskiiler ring varligt saptanan hastalarda, semp-tomla-
rn baslangic yast ve agirhgy, trakea ve Ozefagus
diizeyinde olusan vaskiiler basinin derecesine baglhdir.
Trakeal kompresyon nedeni ile olusan solunum sistemi
bulgulari, tani aninda vaskiler ringli olgularin %70-
97’sinde mevcuttur. Olgularin yaklagik olarak dortte
birinde disfaji de solunum sistemi bulgularina eslik
edebilir (4,5). Bizim hastamiz da solunum sistemi
bulgulari, tekrarlayan hisilt ve alt solunum yolu
enfeksiyonlati etiyolojisini aydinlatmak icin yapilan ileri
tetkikler sonucunda pulmoner sling tanist almist1 ancak
hastamiz da eslik eden disfaji sikayeti yoktu. Stridor,
hisilti, 6ksiiriik, tasipne ve tekrarlayan alt solunum yolu
enfeksiyonlari vaskiller ring tanist alan hastalarda sikca
rastlanan bulgulardir (6,7). Bizim hastamizda ise,
stridor ve disfaji hicbir dénemde ortaya c¢ikmamis
olup, sik tekrarlayan hisiltt ataklart ve ti¢ kez alt solu-
num yolu enfeksiyonu gecirme 6ykiisit mevcuttu.

Sekil 1.
lateral kesiminde ok ile gosterilen indentasyon vaskiler ring
ile uyumlu idi.

Baryumlu 6zefagus grafisinde 6zefagus anterior



Tekrarlayan higiltinin nadir bir nedeni olarak pulmoner arter slingi 63

Sekil 2. Toraks manyetik rezonans anjigrafi tetkikinde sol pulmoner arterin aberan pulmoner arterle uyumlu olacak gekilde
orta hattin sagina gidip anterior kesiminden déndigu izlendi, bu gériintii aberan sol pulmoner arter, pulmoner sling ile

uyumlu bulundu.

Vaskiler ring tanist koymada akciger grafisi,
bilgisayatl
manyetik rezonans goriintileme, anjiografi, bron-
koskopi ve ckokardiyografi tetkikleri kullanilabilir.
Akciger grafisi, tant icin sturlt fayda saglayabilmektedir
(5). Sunulan hastanin akciger grafisinde peribronsial
kalinlagmalar disinda 6zellik saptanmamistt ve direk
grafi tani icin yardimer bir tetkik olmamisti. Vaskdler
ring tanist alan hastalarin %90’indan fazlasinda 6zefa-
gogramda vaskiiler kompresyon gdsterilebilmektedir
(4). Nitekim, bizim hastamizda da vaskiiler ring tanisi

baryumlu 6zefagus grafisi, tomografi,

baryumlu 6zefagus grafisi ile konmus, anatomik ayrin-
tilar ekokardiyograti, manyetik rezonans goriintiileme
ile kesinlestirilmisti. Son yillarda, vaskiler ring tani-
sinda manyetik rezonans goriintillemenin giivenilirligi
ve diger tetkiklerden ustinliigiinii vurgulayan yayimnlar
artmaktadir (8,9).

Vaskiiler ring tanisi alan ¢ocuklarda medikal veya
cerrahi tedavi karari, semptomlarin siddetine gbre be-
lirlenir. Ciddi solunum sikintisi, stk tekrarlayan alt so-
lunum yolu enfeksiyonlari, apne, disfaji, beslenme
glcligli veya aspirasyon pnémonileri erken cerrahi
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endikasyonlart olarak kabul edilmektedir. Ancak bizim
hastamiz gibi semptomatik olan tim pulmoner arter
sling tanist almis ¢ocuklar i¢in erken cerrahi diizeltme
onerilmektedir (10). Pulmoner arter sling nedeni ile
opere edilmis cocuklarin %10’unda rezidiel trakeal
bast veya trakeomalazi nedeni ile havayolu obstriiksi-
yonu ve solunum sikintisi, operasyonda sonra aylarca
devam edebilmektedir (5). Hastamizda ise, operasyon
sonrast semptomlar tamamu ile diizelmis idi.

Uygun operasyonlar ile uzun dénem prognozu tart-
silmaz olarak mukemmel olan vaskiiler anomalilerin
erken tanist buyik oOnem arzetmektedir. Bu vaka
infant déneminde tekrarlayan hisiltt veya akciger en-
feksiyonu olan hastalarin vaskiller ring yoninden
mutlaka tetkik edilmesi geregini vurgulamak igin su-
nulmustur.
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