GuUncel Pediatri

OLGU SUNUMU

The Journal of Current Pediatrics

CASE REPORT

Vaskiler Halka Nedeniyle Solunum Arresti Geligsen
Infant: Ayna Goruntusu Dallanmasi ile Sag Arkus Aorta
ve Sol Ligamentum Arteriosum

Respiratory Arrest in Infant Secondary to Vascular Ring;
Mirror Image Branching with Right Aortic Arch and Left

Ligamentum Arteriosum

Ali Yildinm, Pelin Késger, Gokmen Ozdemir, Tevfik Demir, Birsen Ucar, Zibeyir Kilic

Eskisehir Osmangazi Universitesi Tip Fakdiltesi, Cocuk Kardiyolojisi Bilim Dall, Eskisehir, Tiirkiye

Anahtar kelimeler

Vaskiiler ring, ayna goriintiisii dallanmasi
ile sag arkus aorta, sol ligamentum
arteriosum

Keywords
Vascular ring, mirror image branching
with right aortic arch, left ligamentum
arteriosum

Gelis Tarihi/Received : 28.06.2013
Kabul Tarihi/Accepted : 13.02.2014

DOI:10.4274/jcp 43531

Yazigma Adresi/Address for Correspondence:
Dr. Ali Yildirim, Eskigehir Osmangazi
Universitesi T1p Fakiiltesi, Cocuk
Kardiyolojisi Bilim Dali,

Eskisehir, Tiirkiye

Tel.: +90 530 882 23 19

E-posta: yldrmaly @gmail.com

© Giincel Pediatri Dergisi, Galenos Yaymevi tarafindan basimistir.
© The Journal of Current Pediatrics, published by Galenos Publishing.

J Curr Pediatr 2014;12:175-8

Oz

Vaskiiler halka aortik ark ve pulmoner arterin, trakea ve Ozefagusa de8isen
derecelerde basi yaparak solunum ve beslenme problemlerine neden olabilen bir
anomali grubudur. En sik saptanan tipi double aortik arktir. Hastalarda degisen
siddetlerde oksiiriik, dispne, inspiratuvar stridor, disfaji ve solunum yetersizligi
goriiliir. Solunum giigliigii, hirtlltili solunum ve Oksiiriik nedeniyle bagvurdugu
hastanede pnomoni tanis1 konan 15 giinliik erkek bebek hasta yatirilmig.
Antiobiyotik tedavisi baglanan hasta sikayetlerinin gerilememesi ve solunum
arresti gelismesi {lizerine tarafimiza yonlendirildi. Yapilan degerlendirilmesinde
ayna goriintiisii hayali dallanmasi ile sag arkus aorta ve sol ligamentum arteriosum
tespit edildi. Hastanin trakea ve 6zefagusunda degisen siddetlerde basi mevcuttu.
Opere edilen hastanin trakeal kompresyon sonucu gelisen trakeomalaziye baglh
sikayetleri devam etti. Postoperatif 43. giinde pnomoni ve sepsis nedeniyle hasta
kaybedildi. Bu hasta ile dzellikle infant ve erken ¢cocukluk doneminde acil servise
kronik oksiiriik, stridor ve hirilt1 gibi tekrarlayan solunum sikayetleri ve solunum
arresti ile bagvuran hastalarda vaskiiler ringin ayrici tanida yer almasi gerekliligi
vurgulanmak istendi.

Abstract

Vascular ring is a group of abnormalities that may cause respiratory and feeding
problems with varying degrees of compression on the trachea and esophagus
by the aortic arch and pulmonary artery. Cough, dyspnea, inspiratory stridor,
dysphagia and respiratory failure are seen in these patients at varying intensities.
The 15 days old male baby who had difficulty in breathing, had wheezing and
coughing was diagnosed with pneumonia and was hospitalized. The patient
was referred to us upon developing respiratory arrest. Mirror image branching
with right arcus aorta and left ligamentum arteriosum was detected. Trachea and
eosophagus of the patient were compressed at varying intensities. Symptoms of
the patient related with tracheobronchomalacia which developed due to tracheal
compression continued after operation. Patient died on the postoperative day 43
after developing pneumonia and sepsis. With this patient emphasis was placed on
the necessity of vascular ring should be in the differential diagnosis in infant and
early childhood patients applying with recurrent respiratory symptoms such as
wheezing, chronic cough, stridor and those applying with respiratory arrest to the
emergency department.
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Giris

Vaskiiler halka aortik ark ve pulmoner arterin,
trakea ve 0zefagusa degisen derecelerde basi yaparak
solunum ve beslenme problemlerine neden olabilen
bir anomali grubudur (1,2). Insidans1 %0 ,2’nin
altinda olarak bildirilmektedir. Tiim kardiyovaskiiler
anomaliler arasinda %1’den az oranda bildirilmisgtir.
Asemptomatik olgular nedeniyle bu oran gercek
degerin altindadir. En sik saptanan tipi double aortik
arktir. Hastalarda degisik siddetlerde oksiiriik, dispne,
inspiratuvar stridor, disfaji ve solunum yetersizligi
goriiliir. Bulgular1 erken baglayan ve agir solunum
yetmezligi ile seyreden, ayna hayali dallanma ile
sag arkus aorta ve sol ligamentum arteriosuma baglh
vaskiiler ring olgusunu sunduk.

Olgu Sunumu

Hastanin  Gykiisiinden 15 giinliikken solunum
giicliigi, hirltili solunum ve oksiiriik sikayetleriyle
bagvurdugu hastanede pnomoni tamisiyla yatirihp,
antibiyotik tedavisi baslandig1 6grenildi. Ug haftalik
genis spektrumlu antibiyotik tedavisine ragmen solunum
sikintist gerilemeyen hasta, solunum arresti gelisince
entiibe edilerek, klinigimize yonlendirildi. Hasta entiibe
edilmis olarak yogun bakimda goriildii, solunum sesleri
bilateral esit alintyordu, sol akciger bazalinde krepitan
raller ve sol parasternal bolgede nonspesifik 2/6 sistolik
ifiirlimii mevcuttu. Direk akciger grafisinde sol alt
lobda infiltrasyonu olan hastanin elektrokardiyogrami
normaldi. Gerilemeyen solunum sikintis1 ve iifiirtimii
nedeniyle yapilan ekokardiografik incelemede sag
arkus aortanin oldugu ve bu arkusun oniinde, arkusa
paralel uzanan, daha hipoplazik ikinci bir vaskiiler
yapimnin oldugu goriildii. Vaskiiler ring diisiiniilen
hastaya toraks bilgisayarli tomogrofi (BT) anjiografi
cekildi. BT anjiografide ayna hayali dallanma gdsteren
sag arkus aortanin mevcut oldugu brakiosefalik arterin
asenden aortadan ayrilip trakeanin 6niinden sola dogru
gecerek sol karotis kommunis ve sol subklavien dallarini
verdigi, trakeanin karina bolgesinde ve sol ana bronsun
proksimalinde basiya ugradigi (Resim 1-3) goriildii.
Kalp kateterizasyonu ile bulgular teyit edilerek hasta
operasyona verildi. Postoperatif donemde semptomlari
tedrici olarak azalan hastanin tiipii ¢ikarildiktan sonra
zamanla tagipnesi geliserek tekrar entiibe oluyordu.
Yogun bakim sartlarinda trakeomalazisi nedeniyle
minimal solunumsal desteklerle takip edilen hasta
postoperatif 43. giinde pndmoni ve sepsis nedeniyle
hasta kaybedildi.
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Tartisma

Vaskiiler halka; trakea veya 6zefagusa aort, biiyiik
arterler ve dallariin basisi sonucu kismi veya tama
yakin tikanmasidir. Hastalar, solunum yollarina ve
Ozefagusa basi derecesine gore stridor, dispne, sik
tekrarlayan veya diizelmeyen pnomoni ve bronsiolit

Resim 1. Karina seviyesinde trakeaya distan basimin koronal
multiplanar reformat goriintiist

Resim 2. Karina seviyesinde trakeaya distan basmin sagital
multiplanar reformat goriintiisii

Resim 3. Karina seviyesinde trakeaya digtan basinin hava kolonu
Voliim Rendering ile koronal goriintiisii
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ataklariyla  bagvururlar.  Semptomlar genellikle
hayatin erken donemlerinde olmakla birlikte ilerleyen
yaslarda tan1 alan olgularda mevcuttur (3,4). Ozellikle
biiylik cocuklarda ve erigkinlerde astim tanis1 konulup
uzun siire takip edilen olgular bildirilmektedir (5,6).
Vaskiiler ringi olan hastalarda 6zefagusa basi nedeniyle
semptomlar kati gida ile beslenmeye bagladiktan
sonra ¢ikabilir. Disfaji erigkinlerdeki en sik goriilen
bagvuru semptomudur. Bizim hastamizda trakeanin
ve sol ana brongun ciddi diizeyde basisina bagli olarak
semptomlar postnatal 15. giinde baglamis ve hasta 45
giinliikken tani almisti.

En sik saptanan tipi double aortik ark olup, ayna
hayali dallanma ile sag arkus aorta ve sol ligamentum
arteriosum olan hastalarda ©6zefagus ve trakeaya
degisen derecelerde basi goriiliir. Sag arkus aortast
olan hastalarda, aortik ark trakeal bifurkasyonun
sagindan gecerek prevertabal bolgede vertebral
kolumnanin sol tarafinda seyrederek diyafragmadan
asagiya inmektedir. Bu hastalarda trakeaya onden sol
bas-boyunu ve kolu besleyen truncus brakiosefalicus,
soldan descenden aorta ile pulmoner arter arasinda
olan duktusun kalintisi olan ligamentum arteriosumun
sikistirmas1 sonucu semptomlar ortaya g¢ikmaktadir
.

Vaskiiler ringi olan hastalarda, hayatin erken
donemlerinden itibaren zayif olan trakeal yapiya
basi sonucunda, degisen derecelerde trakeomalasi
eslik etmektedir. Hastalarda cerrahi tedavi sonrasi
trakeomalaside gerilemeler olabilmekle birlikte %10
olguda trakeomalazi devam etmektedir. Cerrahi sonrasi
1-2 yil boyunca semptomlar1 devam eden olgular
bildirilmektedir (8). Sundugumuz hastada postoperatif
semptomlar azalmakla birlikte mevcut trakeomalazinin
gerilememesi nedeniyle hastaya solunum destegi
klinigine gore aralikli devam ediyordu. Hasta mekanik
ventilasyonda takipte iken gelisen pnomoni ve sepsise
bagli hasta kaybedildi.

Intravenoz siv1 tedavisi, hipertansiyon ve ekzersiz
sonrasi aortik capta meydana gelen artis, trakeal basisi
olan hastalarda semptomlarin siddetlenmesine neden
olabilmektedir (7).

Vaskiiler ringi olan hastalarda akciger grafisinde
mediastinal genisleme, sag tarafli aort topuzu veya
trakeal basi bulgular1 goriilebilir. Baryumlu 6zefagus
grafisinde arka taraftan olan 6zefageal basi, uygun
olgularda uygulanan bronkoskopide trakeal basi

gozlenebilir (9,10). Tanmis1 siipheli olgularda BT,
manyetik rezonans goriintiileme ve anjigrafi ile tlim
anatomi aydinlatilabilir ve uygun operasyon se¢imine
yardim edebilir.

Ekokardiyografi vaskiiler ringi olan hastalar icin
onemli bulgular verebilir. Uygun semptomu olan
hastalarda double aortik ark, sag arkus aorta ile birlikte
aortanin bas-boyun dallarinin anormal yerlesimleri ve
pulmoner sling olgular1 tespit edilebilir. Hastamizda
akciger grafisinde trakeomalaziye bagl sol akcigerde
infiltrasyon mevcuttu. Ekokardiyografide vaskiiler
ringden siiphelenilip BT ile tan1 konuldu.

Son yillarda, fetal ekokardiyografi ile prenatal tanisi
konulan ve postnatal erken dénemde cerrahi miidahale
edilen olgular mevcuttur (11). Fetal ekokardiyografi ile
vaskiiler ring acisindan prenatal donemde siiphelenilip
postnatal takipleri yapilabilmektedir.

Semptomatik vaskiiler ringi olan hastalarda tedavi
cerrahidir. Video-torakoskopik cerrahi ile tedavi olan
hastalarda bildirilmektedir (12).

Sonuc¢

Ozellikle infant ve erken cocukluk doéneminde
kronik oksiiriik, stridor ve whezing gibi tekrarlayan
solunum sikayetleri ve acil servise solunum arresti ile
bagvuran hastalarda vaskiiler ringin ayrici tanida yer
almasi gerekliligi vurgulanmak istendi.
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