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ABSTRACT

Testicular torsion is a rare event in neonates. It may occur
either in the prenatal or postnatal periods. Most of the patients
have a firm testis with a discoloration over the affected
scrotum. Urgent operation and contralateral exploration are
controversial in neonates because of low rate of salvageability
of the testis. Here we present a case of testicular torsion in a
one-day-old neonate. The size of the affected testis reduced to
half of normal testis at follow-up.

Key Words: Testicular torsion, neonate, ultrasonography,
contralateral exploration

OZET

Yenidogan déneminde testis torsiyonu ender olarak gorilir.
Torsiyon, prenatal ya da postnatal dénemlerde olabilir. Hasta-
larin gogunda testis serttir ve skrotum derisinde renk degisik-
ligi vardir. Yenidogan déneminde saptanan testis torsiyonla-
rinda, acil cerrahi girisim ve karsi taraf testisin eksplorasyonu
tartismalt bir konudur. Burada bir giinliik bir yenidoganda
saptanan testis torsiyonu olgusu sunulmaktadir. Tki aylik izlem
sonrasinda etkilenmis testisin buytkligt normal testisin yari-
sina inmigtir.
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rafi, kontralateral eksplorasyon
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INTRODUCTION

Neonatal testicular torsion (NTT) accounts 10% of all
testicular torsions admitted to pediatric surgical centers.
NTT usually occurs extravaginally that spermatic cord above
the insertion of tunica vaginalis turns around itself. Torsion
may occur in the prenatal or postnatal periods. Bilateral NTT
is not infrequent which may occur either synchronous or
metachronous. Testis is firm and hemiscrotum has a blue or
black discoloration'”. Salvage of prenatal torsions is almost
universally impossible’. Although there is a controvetsy on the
treatment of N'T'T, most surgeons prefer urgent surgery and

5,6

contralateral testicular fixation>*. Here we present a one-day

old NTT who was diagnosed at the time of delivery.

CASE REPORT

A 32-year-old female gave birth a male baby following 39
weeks” uncomplicated pregnancy. He was taken to the
neonatal intensive care unit because of a mild respiratory
problem developing immediately after the delivery. At physical
examination, left testis was found pulled up in the scrotum
and palpated as a firm mass with a slight discoloration on the
overlaying skin (Figure 1). The patient also had a mild congenital
hydrocele and glanular hypospadias. Ultrasonographic
examination revealed significantly impaired arterial flow and

heterogeneous appearance in the left testis.

Figure 1: Left testis is pulled upwards in the scrotum
and slight discoloration over the affected hemiscrotal
skin.
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The patient was undertaken into the operation without delay.
Left testis was found rotated extravaginally almost 360 degrees
in the clockwise direction (Figure 2). Following detorsion
tunica vaginalis was opened and an incision was made into the
parenchyme. No active bleeding was detected. Testis was left
in place. The size was almost half of the normal testis at the
postoperative second month in ultrasonography.

Figure 2: Rotated testis with vascular impairment.

DISCUSSION

Testicular torsion may occur in early or late neonatal periods. It
is called as prenatal torsion if detected at the time of delivery.
Postnatal torsion occurs within the first 30 days of life. It is
also called as chronic or acute torsion, respectively'Z

Testicular torsion is caused by twisting of the spermatic cord
which impairs testicular blood supply immediately. Normally,
tunica vaginalis is attached to posterior to the testicle and
spermatic cord is not mobile. Testicular torsion occurs
intra- or extravaginally. In the first type, there is a congenital
abnormality that attachment of the tunica vaginalis of testis
inappropriately high. Spermatic cord can easily rotate within
which can lead to testicular torsion. This abnormality is known
as “bell clapper deformity”. This type of torsion is seen beyond
the neonatal period. In the second form, spermatic cord turns
around itself above the attachment of tunica vaginalis which
is classically seen in neonates. Although extravaginal torsion is
a rule in neonates it has been reported that intravaginal torsion
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may be seen in infants®. Complicated pregnancies and vaginal
deliveries seem to predispose patients to testicular torsion”.

Bilateral torsion in neonates occurs in 5-10% of the cases®’.
In the majority, torsion of the left testis seems to occur later
than torsion of the right testis®. Bilateral torsion can present
with unilateral signs. It has been reported that asynchronous
bilateral NTT could be missed on physical examination and
only identified on sutgical exploration of unilateral torsion®.
Torsion of an undescended testis is not infrequent in children.
It is significantly morte prevalent in infants?

Neonate with testicular torsion may present with varying
clinical pictures such as nubbin testis, small and hard testis,
normal-sized and hard testis, and acute scrotum’. The
common clinical presentation in the neonate group is a
solid, nontender scrotal mass. Skin discoloration and rarely
hydrocele may accompany to the situation®. Acute scrotum is
more prominent in patients with postnatal torsion’. It can be
on both sides however 5 to 10% of patients may have bilateral
torsion. 20% of non-palpable testes are atrophied or absent.
Prenatal testicular torsion is the most common reason of
testicular atrophy.

The sonographic features of prenatal and postnatal NTT
are not similar. There are significant differences between
prenatal and postnatal N'TTs with regard to testicular size and
echogenicity. Testes with postnatal N'TT have homogeneous
echo patterns and preserved testicular blood supply when
compared to testes with prenatal NTT'". Rarely, testicular
torsion can be coincidentally diagnosed prenatally by routine
ultrasonography''. Because the chance of twisted testicle
salvage is almost none, induced delivery and prompt surgery
are not recommended'?.

The treatment of neonatal testicular torsion is controversial,
and the prognosis for preservation of testis viability differs
in the literature. Although urgent surgical exploration has
been recommended, conservative approach without surgery
has been advocated because very few testes saved in patients

3481314 Various methods for

undergoing salvage operation
the surgical management of NTT have been described
such as ipsilateral orchiectomy and contralateral orchiopexy,
orchiopexy of the contralateral testis, bilateral orchiopexy,
orchiectomy of the ipsilateral testis), orchiopexy of the
ipsilateral testis®. Thete is a controversy on the contralateral

exploration in NTT.

Testicular salvage rate is low in NTT% Almost all prenatal
tortions undergo atrophy because of significant ischemia and
resultant infarction. The rate of salvaging is higher in case
of postnatal torsion’. In a review of 18 case seties of NTT
containing 268 operated cases revealed that overall salvage rate
was 8.96%, if the operation was done as emergency salvage
may be as high as 21.7%".
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As a conclusion, although testicular torsion is a surgical
emergency it is not same in neonates because of the low rate
of salvageability of the affected testis, particularly in prenatal
NTT. Surgical exploration is inevitable in case of bilateral
torsion. We think that contralateral exploration should be
limited in certain cases such as suspected blood flow in the
normal testicle by ultrasonography.
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SUMMARY

Pilomatrixoma, known as calcifying epithelioma of Malharbe,
is a benign skin neoplasm that arises from hair follicle. The
disease is common in pediatric population that is frequently
misdiagnosed with other skin lesions. It represents itself as a
slowly growing solid mass with varying size beneath the skin,
especially in the head, neck and upper limbs. Treatment is total
excision of the lesion. Pilomatrixoma rately recurs.

Key Words: Pilomatrixoma, head and neck lesion, children

OZET

Aynt zamanda kalsifiye epitelyom olarak da bilinen pilomatrik-
soma, sa¢ follikillerinden kéken alan iyi huylu bir deri neop-
lazmidir. Cocuklarda stk olarak goriilen pilomatriksoma diger
deri lezyonlart ile karstirilabilir. Genellikle bas ve boyunda
olmak tzere ekstremitelerde de gériilen ve yavas biyiiyen, de-
rinin hemen altinda yerlesim gosteren bir lezyondur. Tedavide
tam olarak cikarilir.L.ezyon ¢ok ender olarak yineleyebilir.

Anahtar sézciikler: Pilomatriksoma, bas ve boyun kitleleri,
cocuk
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Pilomatrixoma: A Benign Lesion of Childhood Head and Neck Masses

INTRODUCTION

Pilomatrixoma, is a benign skin tumor of early decades of life.
It originates from the hair follicle matrix cells and common in
pediatric and dermatologic practices. Slow growing superficial
mass fixed to the skin with blue or purple discoloration is
typical for the disease. However, it can still be misdiagnosed
with other skin lesions and therefore preoperative and
pathologic diagnosis may not be consistent.

CASE REPORT

A G-year old girl was referred to the ENT clinics with
recurrent sorethroat attacks and presence of a mass in the
upper cervical skin area corresponding to the upper one third
of left sternocleidomastoid muscle. In physical examination,
cervical mass was found to be stony hard, approximately one
centimeter in diameter and firmly attached to the skin moving
together. There was no ulceration or discoloration.The lesion
was persistent for the last 6 months with no obvious increase
in size. The previous history revealed presence of a minor
trauma to the affected skin area with a friend’s fingernail.

Figure 1: Cervical mass which was found to be stony
hard.

The patient was diagnosed as chronic tonsillitis. Tonsillectomy

and simultanecous excision of the lesion was planned with a
preoperative diagnosis of an epidermoid cyst. In the operation,
the lesion was excised totally with the covering skin following
tonsillectomy.(Figure 1).  Histologic examination revealed
that the mass was pilomatrixoma. No recurrence observed in

a three-months follow up.

DISCUSSION

Pilomatrixoma was first described by Malharbe and Chenantais
in 1880 as calcified epithelioma of sebaceous glands. It
presents less than 2% of all primary cutaneous neoplasms and
less than 0.5% of cases are seen in routine dermatopathologic
practice. It is very common in the first two decades of life
but particularly occurs in younger than 10 years of age with
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a female dominance'”. The lesion is motre commonly present
in the head and neck (68.2 %) with the cheek is the most
frequently involved region. It is followed by upper limbs
(15,3 %)*. In certain conditions like Gardnet’s Sydrome
and myotonic dystrophy, the lesion may be recurrent and
multiple*. Additionally, it may also be associated to xeroderma
pigmentosum and basal cell nevus syndrome®®.

The mass is usually solid, sharply demarcated, nontender
and adherent to the overlying skin but can be moved freely
from the underlying soft tissues. Usually it presents itself with
bluish to purple discoloration which is highly diagnostic for
pilomatrixoma. Previous history of trauma may exist. Usually
the lesion grows slowly but does not regtress spontancously.

The clinical diagnosis is certain and coincides with the
pathologic diagnosis in 28.9% of cases’. Histopathologically
two types of cells are observed: Eosinophilic keratinized
shadow (ghost) cells and basaloid cells where the former is
characterized for pilomatrixoma. Shadow cells have central
unstained areas due to the loss of nuclei. These cells are
surrounded by basaloid cells which constitute the smaller
component of cellular proportions. Calcium deposits also give
the firm texture of the lesion.

Usually radiologic examination is unnecessary. In case of
atypical presentation like multicentricity, deep location and large
size, ultrasonographic examination, computed tomography or
MRI can be required to confirm the diagnosis™®. For parotid
gland locations, ultrasonography is helpful. Ultrasonography
guided fine needle aspiration (FNA) can be considered for
cytological confirmation in atypical presentations.

Pilomatrixoma is frequently misdiagnosed and mistaken for
the other neck masses like epidermoid and dermoid cysts,
sebaceous gland cysts™. Calcified lymph nodes, calcified
hematomas, hemangiomas and parotid gland tumors are other
rare conditions which should be taken into consideration in
the differential diagnosis.

Because recurrence is high following biopsy, total excision of
the mass is the definitive treatment. If the skin over the mass is
ulcerated, it should be included in the excised tissue to exclude
any likely malignancy. Although it is unexpected, 2-6 % rate of
recurrence is reported in the literature.
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SUMMARY

Marcus Gunn Jaw Winking Synkinesis (MGJWS) is characte-
rized by eyelid ptosis, which disappears during jaw movement.
MG]JWS is caused by congenital neural misdirection of the
levator palpebrae superioris muscle from both the occulomo-
tor nucleus and external pterygoid portion of the trigeminal
nucleus that responsible for jaw depression and protraction.
We report one child who presented with hypoxic ishemic en-
cephalopathy and ptosis that was recognised in the first seve-
ral hours after birth and was diagnosed with MGJWS at the
follow-up.

Key Words: Marcus Gunn phenomenon, jaw winking, conge-
nital ptosis, synkinesis

OZET

Marcus Gunn Jaw Winking Sinkinezi (MGJWS), ptozisin ¢ene
hareketi ile ortadan kaybolmast ile karakterize olan bir durum-
dut. G6z kapagini kaldiran levator palpebra supetior kasina,
trigeminal sinirin ¢ene hareketlerinden sorumlu kaslarint in-
nerve eden motor dalt tarafindan konjenital olarak yanls bag-
lantilar olusmasi ile meydana gelmektedir. Bu yazida, hipoksik
iskemik ensefalopati tanist ile yenidogan yogun bakim servisi-
ne kabul edilen, dogum sonu ilk saatlerde ptozisi farkedilen ve
takibinde MGJWS tanusi alan bir hasta sunulmustur.

Anahtar Sozciikler: Marcus Gunn fenomeni, jaw winking,
konjenital pitozis, sinkinezi
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GiRis

Marcus Gunn fenomeni, iist géz kapaginin ¢esitli mandibula
hareketleri ile istemsiz olarak yukat: kalkmast ile ortaya ¢ikan,
ilk defa Marcus Gunn tarafindan tanimlanan bir durumdur'.
Alt cenenin motor hatreketlerini saglayan pterigoid kast innerve
eden trigeminal sinirin dallari ile g6z kapaginin yukatt kalkma-
sint saglayan levator palpebra superior kast innerve eden oku-
lomotor sinirin dallatt arasinda, inervasyon bozuklugu sonucu
ortaya ciktigt distinilmektedir. Cigneme, emme, esneme gibi
cene hareketleri ile g6z kapagr hareketleri degisir, ptozis di-
zelir, sinkinezi olarak adlandirilan ve istemli hareket sirasinda
ortaya cikan istemsiz hareket gorulir?. Literatiirde genellikle
Marcus Gunn jaw winking sinkinezi (MGJWS) olarak adlan-
dirtlir. MGJWS en stk rastlanan konjenital okiilofasiyal sin-
kinezidir. Konjenital ptozis nedenleri arasinda yaklagik %08.5
oranindadir. Kizlarda ve sol tarafta daha siktir. Nadiren cift
tarafli ve ptozis olmadan da goriilebilir’.

Bu yazida hipoksik iskemik ensefalopati tanist ile yenidogan
yogun bakim servisine kabul edilen, dogum sonrasi ilk saatler-
de ptozisi farkedilen ve 3 aylik oldugunda MGJWS tanist alan
bir hasta sunulmaktadir.

OLGU SUNUMU

29 yagindaki annenin ilk gebeliginden, takipli sorunsuz bir ge-
belik sonrast 40 hafta 3 giinlik, normal spontan vaginal yolla,
mekonyum salinimi ile 3110 gram olarak dogan bebegin 1 ve
5. dakikalarda APGAR skoru 7 ve 9 olarak belitlendi. Mideden
mekonyum aspire edildi. Pozitif basingli ventilasyon sonrasin-
da kalp tepe atimt ve ritmi dizeldi. Solunum stkintist devam
eden hasta nazal CPAP’e alindt. Spontan solunumda yetersizlik
ve kan gazlarinda pH 7.05, BE -14 saptanmasi tUzerine, hipok-
sik iskemik ensefalopati olarak kabul edildi ve yenidogan yogun
bakim servisine alindi. Hastaya hipotermi tedavisi bagland.

Fizik muayenesinde takipne ve interkostal retraksiyonlar mev-
cuttu. Tlk saatler i¢indeki muayenesinde sol gz kapaginin dii-
stk oldugu ve sag alt ekstremitesini daha az oynattigt saptandi.
Akciger grafisinde mekonyum aspirasyon sendromu ile uyum-
lu retikulonodiiler infiltrasyon mevcuttu. Giniine uygun intra-
vendz stvi ve antibiyotik tedavisi baslandt. Tki saat sonrasindaki
kan gazinda, pH 7.14 BE-9 olarak saptandi. Ayrintli nérolo-
jik degerlendirmesinde g6z hareketleri serbest, 15tk refleksleri
bilateral porzitif, sol gézde ptozis, fasial asimetrinin olmadig,
yenidogan reflekslerinin aktif oldugu, Moro refleksinde sag alt
ckstremitenin harekete katilmadigi, derin tendon reflekslerinin
sag alt ekstremite hari¢ alindig1 saptand.

Dogustan kalca ctkigt veya fraktiir siphesi ile kalca ve ekstre-
mite grafileriyle ortopedi bolimi tarafindan da degerlendirildi
ve bu tanilar disuntlmedi. Hastada okulomotor sinirin motor
dali tutulumu, monoparezi ve hipoksik iskemik ensefalopati
olmast nedeniyle inme 6n tanust ile beyin manyetik rezonans/
diffiizyon gorintileme istendi. Bulgular normal sinirlarda ola-

rak yorumlandi. Hastanin monoparezisi 24 saat icinde tama-
men dizeldi, ancak ptozis devam etti. G6z bélimiince goz
kapaklarinda hafif 6dem, ptozisden dolayr sol kapak stk ta-
kibinde yavaslama, pupil alani kismen kapali, sag ve sol gézde
retina ve optik disk normal olarak degerlendirildi ve konjenital
ptozis 6n tanst ile takibe alinmasi 6nerildi. Hipotermi tedavisi
72 saatte sonlandirilan, akciger bulgulart dizelen, oral olarak
beslenen hasta 10 giinliikken ptozis disinda sorunu olmadan
taburcu edildi.

Noérolojik olarak takiplerinde motor ve mental gelisim basa-
maklart yagina uygundu. Riskli bebek olarak takibi gerektigi
belirtilerek erken miidahale 6nerileri yapildi. Annesi tarafindan
g6z kapagindaki distkligin meme emerken diizeldigi fark
edildi ve 3 aylik iken g6z bolimu tarafindan MGJWS tanist aldi
(Resim 1 ve 2). Su anda 6 aylik olan, g6z bulgular yoniinden
ek bir tedavi 6nerilmeyen, nérolojik acidan sorun saptanmayan
hastamuzin takipleri devam etmektedir.

Resim 1: Hastanin sol gz kapagindaki ptozis
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Resim 2: Sol goz kapaginda ptozisin ¢ene hareketi (elindeki obje-

yi emmesi sonrasi) ile diizelmesi

TARTISMA

Izole bir durum olan MGJWS’de sistemik anormallikler na-
dirdir*. Guntumiize kadar bitlikte polidaktili, ventrikiiler septal
defekt, epilepsi ve mental geriligi olan bir hasta®, Duane send-
romu gibi ek g6z anomalileri olan ve 22q11.2 mikroduplikas-
yonu saptanan iki hasta®, bradikardi, ektopik aumlar, AV blok,
oktlokardiyak refleks gibi kardiyak sorunlat’, Kaposi sendro-
mu ile birliktelik®, ve renal sorunlart olan hastalar’ bildirilmistir.

Hastamizda ptozisle birlikte hipoksik iskemik ensefalopati ve
monoparezisinin olmast nedeniyle baslangicta santral sinir sis-
temi tutulumu olabilecegi diisintilmistir. Ancak beyin gériin-
tileme bulgularinin normal olmast ve monoparezinin ¢ok hizlt
dizelmesi nedeniyle bu durum diglanmistir. Monoparezinin
¢ok hizli diizelmesi siddetli olmayan akut iskemi ile aciklana-
bilir. Hasta sekelsiz riskli bebek olarak izlenirken ptozis de-
vam etmis ve g6z bolimu tarafindan muayene strasinda emme
refleksi uyatilarak g6z kapagindaki degisikligin gézlenmesi ve
bu sirada ptozisin diizelmesi nedeniyle MGJWS tanust almis-
tir. Hastamuz, dismorfik bulgularinin ve sistemik sorunlarinin
olmamasi nedeniyle izole MGJWS olarak kabul edilmistir.
MGJWS’da ek gbz bulgulart da nadirdir. Horizontal strabis-
mus, vertikal strabismus ve ambliyopi en ¢ok eslik eden gbz
problemleridir'’. Hastamuzda ek g6z sorunu da saptanmamis-
.
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MG]JWS, etyopatogenezi tam olarak belli olmayan konjenital
bir durumdur. Genellikle sporadikdir, nadiren ailesel olabilir.
Otozomal dominant gegisli ailesel MGJWS’lu hastalarda Con-
te ve ark. tarafindan nérofizyolojik ve néroradyolojik tetkik-
ler sonucu patogenez hakkinda 6nemli bilgiler saglanmustir.
Bu ¢alisma sonucunda konjenital olarak beyin sap1 diizeyinde
trigeminal motor aksonlarin elevator palpebralis kasina yanlis
yonlenmesi (misdirection) oldugu sonucuna varilmistir'!. Ge-
netik gecisi hakkinda bilgiler sinirli olmakla birlikte beta-ti-
bilin izotip 1II'u kodlayan TUBB3 genindeki mutasyonlarin,
MGJWS’i de igine alan baz1 santral sinir sistemi ve okiillomotor
anomalilere yol actigi gosterilmistir',

Yas ilerledik¢e semptomlar diizelme egilimindedir ve kozmetik
sorunlar disinda ek soruna neden olmaz. Bu nedenle hastalara
cerrahi tedavi 6nerilmemektedir'®”. MGJWS tanisinda 6yki,
muayene ve gbézlem 6nemlidir ve hastanin ek sorunu yoksa
ileri tetkiklere gerek yoktur. Konjenital ptozisi olan hastalarin
hastalarin ayirict tanusinda MGJWS akla gelmelidir.
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Plorit Atakli Ailesel Akdeniz Ategli Bir Olgu
A Case of Familial Mediterranean Fever with Pleuritis Attack
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SUMMARY

Familial Mediterranean Fever (FMF) is an autosomal recessi-
ve inherited, systemic auto-inflammatory disease which causes
following characteristic symptoms: fever, serositis and cutane-
ous inflammation attacks. It is more common in non-Ashke-
nazi Jews, Armenians, Arabic, Turks and Greeks. Although it
has been reported that FMF attacks firstly begin with stomach
pain in majority of the cases (95%), only in less than 10%
first attack starts with pleural chest pain, pleural effusion and
fever. However this rate increases up to 30-40% in recurrent
attacks. In this study we present management and treatment
of an FMF case who has suffered from pleural chest pain with
pleural effusion.

OZET

Ailesel Akdeniz atesi (AAA) (Familial Mediterranean Fever
-FMF); otozomal resesiv, sistemik, ates, serozit ve kutaneus
inflamasyon ataklartyla karekterize, oto-inflamatuar bir hasta-
liktir. Akdeniz kokenli Yahudiler, Ermeniler, Araplar, Ttrkler
ve Yunanlarda daha sik gérilmektedir. Hastalarin %95’inde ilk
AAA ataginin karin agrisi ile basladigi rapor edilmekle beraber,
ploritik gbgs agrisy, plevral efiizyon ve ategle baslayan ilk atak
sikligi %10’un altindadir. Bu oran tekrarlayan ataklarda %030 -
40’a ctkmaktadir. Burada, sadece ploritik g6gus agrist sikayeti
ile bagvuran ve plevral efiizyon saptanan bir vaka klinik izlem
ve tedavi sonugclart ile sunulmaktadir.
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GiRis

AAA veya FMF; otozomal resesty, sistemik, ates, serozit ve ku-
taneus inflamasyon ataklariyla karekterize, oto-inflamatuar bir
hastaliktir. Cogunlukla Akdeniz kékenli Yahudiler, Ermeniler,
Araplat, Tirkler ve Yunanlarda gorilmektedit'?. Serozit tab-
losu icinde gelisen ve peritonit ataklarina gore daha az gori-
len plorit ataklari, klinik degerlendirmelerde stkintt yaratabilir.
Ozellikle tek basina plorit seklindeki serozit ataklari, doktoru
gereksiz tant ve tedavi yontemlerine sevk edebilir.

Burada, g6gus agrist sikayeti ile bagvuran ve 1 yil 6nce de ben-
zer sikayetler nedeni ile pnémoni tedavisi alan bir vaka klinik
izlem ve tedavi sonugclart ile sunulmaktadit.

OLGU

14 yasinda erkek hasta, poliklinige 2-3 glindiir devam eden,
nefes alip vermekle artan sag yan agrisi sikayeti ile basvurdu.
Opykiisiinde ates, ksiiriik sikayetlerinin olmadigi, AAA tanist
ile kolsisin (2x1 tablet) kullandig1 égrenildi. Ozgegmisinde 5
yasinda AAA tanist aldig, genetik inceleme sonucunda M694V
(homozigot), R202Q) (homozigot) mutasyonu belirlendigi, 1 yil
once de g6gis agrist sikayeti ile bagvurdugu baska bir merkez-
de pnémoni tanust ile 7 giin antibiyotik tedavisi aldigr 6grenildi.
Klinigimizde hastanin fizik incelemesinde; sag alt zonda akci-
ger seslerinin azaldigt ve perkisyonda matite oldugu saptandu.
Posteroanterior (PA) akciger grafisinde sagda plevral stvi, sag
akciger alt zonda infiltrasyon ile uyumlu opasite artist oldugu
g6rildi (Resim1).

Resim 1: Hastanin bagvurusu anindaki PA akciger gra-
fisi

Data) (CAOGHUCREE

Hastanin AAA tanist nedeniyle, buna baglt plérit ve pnémoni
de olabilecegi dusunilerck diger tetkikleri yapildi: Fibrinojen

644 mg/dL, CRP 18 mg/dL, sedimentasyon 51 mm/saat, se-
rum amiloid A 502 mg/L olarak saptandi. Hastanin 9 yildir
kolsisin tedavisini aynt dozda aldig1, seyrek AAA ataklart gegir-
digi g6z6ntne alinarak 6ncelikle AAA ploriti distnilda. Anti-
biyotik veya antienflamatuar ila¢ baslanmadi. Kolsisin dozu at-
titilarak ayaktan takibe alindi. On giin sonra ¢ekilen PA akciger
grafisinin normal oldugu (Resim2), kan tetkiklerinde sedimen-
tasyon ve CRP degetlerinin normal dizeye geldigi belirlendi.
Tedavinin bitinci ayinda serum amiloid A degetinin 6.27 mg/L
oldugu, fibrinojen degerinin 401 mg/dL’ye geriledigi saptandi.
Hasta AAAIn uzun sireli riskleri acisindan takibe alinds.

Resim 2: Tedavinin 10. giiniinde gekilen PA akciger gra-
fisi

Lat/Pos: U/PA

TARTISMA

AAA otozomal-resesiv gecisli, sistemik ates, serozit ve kuta-
neus inflamasyon ataklartyla karakterize, oto-inflamatuar bir
hastaliktir. Cogunlukla Akdeniz kékenli Yahudiler, Ermeniler,
Araplat, Turkler ve Yunanlarda gorilmektedit'. AAA oto-inf-
lamatuar hastaliklarin en sik, en tipik, en ¢ok degerlendirilmis
ve en 6nemli 6rnegi olan periyodik ates sendromlarindan bi-
ridir. Klinik olarak baska hastaliklart taklit edebilir ya da baz
inflamatuar hastaliklara eslik edebilir 72,

Genellikle 20 yasindan 6nce baslamakla bitlikte hastalarin %
65’inde 10 yasindan Once ataklar ortaya cikabilir. Hastalarin
%95’inde ilk AAA atagr karin agrisidir. Ploritik g6gtis agrist,
plevral efiizyon ve atesle baslayan ilk atagin sikligr %10’un al-
tindadir. Bu oran tekrarlayan ataklarda %30 - 40’a ¢tkmakta-
dlr‘),l[).

Plorit ataklart tek taraflidir ve tek bagina veya diger ataklarla
birlikte olabilir. Pl6ral efiizyonlar kisa stirede belirir. Cogunluk-
la kendini yan agris1, omuz agrisi, ates, 6ksiiritk bazen dispne
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ile gosterir. Plorit ataklart siklikla ilk ti¢ giinden sonra duzelir.
Plevral eflizyon ise 3-5 glin icinde gerileyerek kaybolur. Pléral
ataklar genellikle iz birakmaz. Pléral eftizyonlar steril olmakla
birlikte icinde poliniiklear 16kosit artist beligindir.

Turan ve arkadaslar; ates ve gogis agrist ile bagvuran ve sol
plevral efiizyon saptanarak parapnémonik pnémoni 6n tani-
styla antibiyotik tedavisi baglanmasina karsin atesin diigmedigi
hastalarda, MEFV gen mutasyonu tespit edildigi ve kolsisin
tedavisi basladiklarini rapor etmislerdir'. Sever ve arkadaglar
da, benzer sekilde AAA tanist olmaksizin pulmoner bulgular
ve ates sikayeti ile basvuran 6 olgunun klinik semptom ve bul-
gularla 6ncelikle pnémoni, parapnémonik plérezi tanilari ile
ampirik antibiyotik tedavisine yanit vermemesi sonrast genetik
incelemeler ile AAA tanist aldiklarini ve kolsisin tedavisi bas-
ladiklarint bildirmiglerdir'?. Bizim olgumuz ise 1 yil ara ile iki
kere ates olmaksizin pléritik gégiis agrisi ile basvurmustur.

AAAll olgularda yasami tehdit eden en 6nemli komplikasyon
renal amiloidozdur”. Hastalarin takibinde idrarda proteintri
saptanmast amiloidoz yoniinden anlamlidir, ancak yeterli taki-
bin ve tedavinin yapilmadiginin da isaretidir. Hastalarda agir ve
sik tekrarlayan ataklarin olusu, akut fazlarin yiksek seyri, has-
tanin gen mutasyon 6zelligi cocukluk yas grubunda amiloidoz
icin baslica risk faktotleridir. Bu risk faktorlerinin azaltilmast ve

onlenebilmesinde kolsisin tedavisi en énemli yeri tutmaktadir!
78,1314

KAYNAKLAR

1. Ozcakar ZB, Yalcinkaya F, Yiksel S, Ekim M. The expanded
clinical spectrum of familial Mediterranean fever. Clin Rheumatol.
2007 Sep;26(9):1557-60.

2. Sayarlioglu M, Cefle A, Inanc M, et al. Characteristics of patients

with adult-onset familial Mediterranean fever in Turkey: analysis
of 401 cases. Int | Clin Pract. 2005 Feb;59(2):202-5.

3. Colak B, Gurlek B, Yegin ZA, et al. The relationship between the
MEFV genotype, clinical features, and cytokine-inflammatory
activities in patients with familial mediterranean fever. Ren Fail.
2008;30(2):187-91.

4. Yalcinkaya F, Cakar N, Misitlioglu M, et al. Genotype-phenotype
correlation in a large group of Turkish patients with familial
evidence for

mediterranean  fever: mutation-independent

amyloidosis. Rheumatology (Oxford). 2000 Jan;39(1):67-72.
5. Kogak, H. Amiloidoz. Dializ, Transplantasyon ve Yanik Dergisi.
3(1):1-8. 1986.

6. Tunca M, Akar S, Onen F, et al. Familial Mediterranean fever
(FMF) in Turkey: results of a nationwide multicenter study.
Medicine (Baltimore). 2005 Jan;84(1):1-11.

7. Kogak H, Cakar N, Hekimoglu B, et al. The coexistence of
familial Mediterranean fever and polyarteritis nodosa; report of a

case. Pediatr Nephrol. 1996 Oct;10(5):631-3.
8. Tekin M, Yalcinkaya F, Ttimer N, et al. Familial Mediterranean

76 Koru Proceedings

10.

11.

12.

13.

14.

fever--renal involvement by diseases other than amyloid. Nephrol
Dial Transplant. 1999 Feb;14(2):475-9.

Katsenos S, Mermigkis C, Psathakis K, et al. Unilateral

lymphocytic pleuritis as a manifestation of familial Mediterranean
fever. Chest. 2008 Apr;133(4):999-1001.

Lidar M, Pras M, Langevitz P, er al. Thoracic and lung involvement
in familial Mediterranean fever (FMF). Clin Chest Med. 2002
Jun;23(2):505-11.

Turan O, Kilinc O, Acarbay S, Sari I. A disease that should be
thought in the differential diagnosis of pneumonia: FMF. Respir
Med Extra. 2007; 3:152-4.

Sever F, Sever M, Sanal S, et al. Familial Mediterranean fever with
pulmonary manifestations alone; early diagnosis with genetic
analysis. Tuberk Toraks. 2012;60(4):380-4.

Kogak, H., Besbas, N., Saatci, U., et al.: Amyloidosis in children
with familial mediterranean fever. The Turkish Journal of
Pediatrics. 1988; 31(4):281-288.

Kogak, H., Saatci, U., Laleli, Y. EM.F’e ikincil amiloidozda
retikiiloendotelyal sistem fagositik aktivitesi ve bu aktivite tizerine
colchicine’in etkisi. Cocuk Sag. Ve Hast. Derg, 1980; 23:15.



Olgu Sunumu / Case Report

Koru Proceedings

Shingles with Necrosis: Chronic Wound Treatment Process
Nekrozla Seyreden Gece Yanig: Olgusu: Kronik Yara Tedavi Siireci

"Tolga Ding, 'Selami Tlgaz Kayilioglu, 'Ufuk Utku Goktug, 'Isa Sézen, 'Biilent Comgaly, 'Arife Polat Diizgiin,

"Faruk Coskun.

" Ankara Nunmune Egitim ve Arastirma Hastanesi, Genel Cerrahi Klinigi, Ankara/ Tiirkiye.

ABSTRACT

Varicella zoster virus is the cause of herpes zoster disease,
which is commonly known as “Shingles”. Shingles is usually
characterized with severe pain and later onset of skin lesions
on the affected side. Recovery duration is approximately two
to four weeks. Herein, we present a 34-year-old male with
shingles on his lumbar area who couldn’t recover despite rece-
iving appropriate treatment. In fact, shingles caused full thick-
ness necrotic ulcer in this patient.

Key Words: Night burn, zona, chronic wound, debridement.

OZET

Halk arasinda “Gece Yang1” olarak da bilinen zona hastaligi-
nin etkeni varisella zoster virusudir. Gece yanigi agri ve son-
rasinda ortaya ¢tkan dokintiler ile seyreden bir hastalik olup
cilt lezyonlati, yaklasik 2-4 hafta icerisinde iyilesir. Burada, 34
yasindaki bir erkek hastada lomber bolgede olusan gece ya-
mginin, tedaviye ragmen iyilesmeyip tam kat nekroza gitme-
si stirecindeki uygulanan tedavi ve takip asamalarini sunmay1
amagladik.

Anahtar Kelimeler: Gece yanigi, zona, kronik yara, debrid-
man.
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GiRis

Halk arasinda “Gece Yangt” olarak da bilinen zona hastaligi-
nin etkeni vatisella zoster virtstdur (VZV). Hastaligin bilinen
tek rezervuart da insandir. VZV, klinik olarak iki farkli form-
da ortaya ctkmaktadir. Bunlardan bir tanesi, siklikla cocukluk
caginda ortaya ¢tkan sugicegi tablosu, digeri de insanda latent
olarak seyreden ve sonrasinda gece yanigi olarak ortaya cikan
klinik durumdur'? Gece yanid1, prodromal agri ve sonrasinda
ortaya ctkan kasintili dékinti ile seyreden bir hastaliktir. Et-
kilenen tarafta tek dermatom tzetrinde ortaya ¢ikar’. Bu has-
taltkta eritemli makilopapiler dékintiler bitleserek vezikul
bicimini alir. Olugan cilt lezyonlart yaklasik 2-4 hafta icerisinde
iyilesir ve deri tamamen dogal formunu alit*.

Burada, 34 yasindaki bir erkek hastada sag lomber bolgede
olusan gece yaniginin, tedaviye ragmen tam kat nekroza gitme-
si stirecindeki uygulanan tedavi ve takip asamalart sunulmak-
tadir.

OLGU SUNUMU

34 yaginda bir erkek hastanin 6ykisiinden; sag lomber bolge
ayrist sikayeti ile dis merkez acil servisine bagvurdugu, bel ag-
rist On tanist ile analjezik tedavi baslandigy, agr sikayetleri azal-
mayan hastanin lomber bélgesinde agriya uyan lokalizasyonda
once kizarikliklar ve sonrasinda vezikiiler lezyonlarin saptandi-
&1 6grenildi. Gece yanigi teshisi konan ve antiviral tedavi bas-
lanan, ancak 10 giinlik antiviral tedavi ve lokal yara tedavisi
sonrasinda agrilarinda azalma olmayan ve cilt lezyonlarinda
da ilerleme saptanan hasta, hastanemiz Kronik Yara Birimine
yonlendirilmis.

Klinigimize basvuran hastanin, genel durumu iyi, vital bulgu-
lart stabildi. Genel viicut muayenesi normaldi. Cilt muayene-
sinde, hastanin flank bélgesinde 15 x 5 cm boyutlarinda tam
kat nekroz iceren yara izlendi (Resim 1). Aile hikayesi, bilinen
bir hastalif1, gecirilmis operasyonu olmayan hasta yara takip
ve tedavi plani ile klinigimize yatirildi. Kan laboratuar incele-
melerinde hemogrami, biyokimyasal parametreleri normaldi.
Gerekli ameliyat 6ncesi hazirlik yapildiktan sonra hasta genel
anestezi altinda operasyona alindi. Gece yanigi olan bélgede-
ki eskarlt saha kaldirildi. Subkutan doku icerisindeki nekroze
alanlar cerrahi debridman ile uzaklastirildi. Subkutan dokuda
yer yer granile sahalar izlendi. Tedavi stirecinde hastaya an-
tibiyotik tedavisi verilmedi. Yatis siiresi boyunca 2 kere yara
debridmant uyguland: ve giinlik pansumanlar ile izlendi ve ya-
ranin giderek iyilestigi goézlendi. 15 gunlik siirenin sonunda
hastanin yarast tamamen iyilesti (Resim 2). Hasta tam sifa ile
taburcu edildi.

78 Koru Proceedings

Resim 1: Bagvuru anindaki yaranin durumu.

Resim 2: Tedavi sonrasi epitelize olan yaranin durumu.

TARTISMA
Bulasiciligr yiiksek olan VZV, klinikte sugicegi ve gece yanigt

olarak ortaya ctkar. Primer enfeksiyon solunum organlari va-
sitast ile yayilir. Nazofarenkste proliferasyonunu tamamlayan
virls, sonrasinda retiikiilo-endotelial sisteme yayilir ve viremi
olusur. Viicutta arka kok ganglionlarina primer enfeksiyon ile
yerlesir ve yeniden aktive olana kadar orada suskun vaziyette
kalit"?. Genelde insidansi yasla beraber artan gece yangt tab-
losu, kadin ve erkeklerde esit oranlarda izlenir. Bizim hastamiz
geng yasta bir erkekti.

Gece yaniginda siddetli agr1 yakinmast vardir. Bunun, agrt re-
septorlerinin inflamasyonu ve néronlarin hasarlanmasi netice-
sinde olustugu distnilmektedit’. Hastalarin cogunda dokin-
tiler 6ncesinde siddetli agri olur. Bu agr 6zellikle etkilenen
dermatoma uyan cilt tzerinde hissedilmektedir. Toraks yer-
lesimli olan gece yamgt hastalarinda agri bazen o kadar sid-
detlidir ki, klinikte kolaylikla kalp rahatsizliklari ile karisabilir.
Bizim hastamizda dokintii 6ncesinde lombar bolgede siddetli
agrt ortaya ¢ikmis ve ilk bagvuruda klinik tant olarak 6ncelikle
lomber disk hernisi akla gelmisti.

Gece yanuginda dokuntiler, yaklasik olarak agridan 48-72 saat
sonra ortaya cikar. Bu hastalarda dayanilmasi gii¢c olan agri-
ya, duyu bozukluklari ve kasinti da eslik eder. Ayrica etkilenen
ylizey, 1st degisikliklerine ve temasa karst oldukga hassastit’.
Olusan bu yara 2-4 haftalik zaman zarfinda tamamen iyilegit*.



Ding ve ark.

Hasta bizim klinigimize basvurdugunda yaranin oldugu bol-
gede siddetli bir agr1 vardi. Cilt eskarli ve nekrotikti. Baglangic
bulgulart olan agri ve kagint1 yerini tamamen agriya birakmis-
tt. Tedavi stirecinde antiviral ve lokal yara pansuman tedavisi
uygulanan hastanin yarast 3 aylik yara pansumanina ragmen
giderek derinlesmisti.

Gece yanigi hastalarina midahalede amag hizl iyilesme, agri
konforsuzluguna son verme ve olusabilecek komplikasyon-
larin 6ntine gecmektir. Erken baglanan antiviral tedavinin
dokintilerin iyilestirmesini ivmelendirdigi, agr1 siddetini ve
tzerine gelisebilecek sekonder komplikasyonlart azalttigi bil-
dirilmistit®. Ancak, tedaviye ragmen bizim hastamizda oldugu
gibi cilt lezyonlari, ¢ok ciddi bir klinik sorun olarak hekimin
karsisina ctkabilmektedir.

Gerekli antiviral tedavi uygulamasindan sonra cilt lezyonlart ge-
rilemezse, adindan da anlagilacag: gibi, lezyona yanik gibi yakla-
silmast en dogru tercihtir. Eskarlt ve nekrotik sahalar uzaklas-
tirthrken pansuman ile yogun bir takip stireci uygulanmalidir.
Klinik seyrin uzadigi ve yara iyilesmesinin olmadig1 gece yanikli
olgularda yara iyilesmesini engellemis olan nekrotik ve eskar-
i dokunun debridmaninin geciktirilmeden yapilmast gerekir.
Pansumanlarla takip hastaya birakilmamali ve yara epitelize
olana kadar hekim tarafindan sik araliklarla takip edilmelidir.
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Extended right hemicolectomy in a patient with liver cirrhosis (Child B)

Karaciger Sirozlu (Child B) Hastada Genisletilmis Sag Hemikolektomi
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SUMMARY

Colon cancer and liver cirrhosis coexistence constitute an
important risk factor for patients. Although morbidity and
mortality do not increase significantly in Child-Pugh class

A patients, these rates are significantly increased in Child B
and C patients. Here, we present the approach and treatment
of a patient with liver cirrhosis due to autoimmune hepatitis
(Child B) who underwent extended right hemicolectomy
due to malignancy.

Keywords: Colon cancer, Cirrhosis, Colectomy

OZET

Kolon kanseri ve karaciger sirozu bitlikteligi hastalar icin
o6nemli bir risk faktort olusturmaktadir. Child A karaciger
sirozlu hastalarda morbidite ve mortalite 6nemli oranda art-
mamakla bitlikte bu oranlar Child B ve C hastalarda 6nemli
oranlarda artis g6sterir. Burada, otoimmiin hepatite bagl ka-
raciger sirozu gelisen (Child B) ve sag kolonda malignite nede-
niyle genisletilmis sag hemikolektomi yapilan hastaya yaklasim
ve tedavi sunulmaktadir.
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Gulen ve ark.

GiRis

Son zamanlarda sirozu olan hastalarda cerrahi endikasyonlar
degisim gostermektedir. Onceleri sadece siroz komplikasyon-
larina yonelik (umblikal herni ve hepatoseliler karsinom..) gi-
risimler planlanirken, giinimiizde kolon kanseri gibi cerrahi
endikasyonlar giderek daha yaygin olarak uygulanmaktadir'.
Siroz heterojen bir hastalik olup, hastaligin ciddiyeti Child-Pu-
gh skoru ve Model for End-Stage Liver Disease (MELD) sko-
ru ile degetlendirilmektedir®. Child-Pugh skoru protrombin
zamant (PT), albiimin ve bilirubin seviyeleri, assit ve hepatik
ensefalopati vathigina gore belitlenmektedir’. MELD skoru
ise; bilirubin, kreatinin ve uluslararasi diizeltme oranina (INR)
gbre tanimlanmaktadir.

Kolon kanseri gibi bir durumun varliginda karaciger hastalig-
nin ciddiyeti yaklasim ve tedavi Gzerinde 6nemli bir faktordar.
Child A hastalarda 5 yillik sagkalim orant %70 iken, bu oran
Child C hastalarda %25’¢ kadar diismektedir*. Bununla birlik-
te, sadece siroz i¢in 3.7, siroz ve portal hipertansiyon bitlikte-
liginde ise 14.3 katina kadar artmus bir postoperatif morbidite
s6z konusudur’.

Burada, otoimmiin hepatite bagh karaciger sirozu gelisen ve
olusan malignite nedeniyle genisletilmis sag hemikolektomi ya-
pilan bir hastaya yaklagim ve tedavi sunulmaktadir.

OLGU SUNUMU

59 yaginda kadin hasta halsizlik, yorgunluk ve kilo kayb1 sika-
yetleri nedeniyle genel cerrahi poliklinigine bagvurdu. Hasta-
nin anamnezinden, sikayetlerinin iki ay énce basladigi ve son
iki haftadir giderek arttigs; 6zgecmisinden ise yaklasik olarak
20 y1l 6nce otoimmiin hepatit tanist aldigi ve bu siire boyunca
steroid tedavisi altinda oldugu 6grenildi. Otoimmiin hepatite
baglt karaciger sirozu (Child B tanili) gelisen hastanin fizik
muayenesinde konjonktivalar soluk, karin 6n duvarinda olast
paraumblikal venin patentligine baglt olarak cilt altinda gelis-
mis varikoz dilatasyonlar gozlendi. Hemoglobin degeri 9 g/
dl, olan hastaya yapilan Ust gastrointestinal endoskopisinde
evre-IT 6zefageal varisler tespit edildi. Yapilan abdominal bil-
gisayarli tomografide sag kolonda yaklastk 5 cm lik segmentte
asimetrik duvar kalinlasmasi, mezenter yag planlari icerisinde
milimetrik boyutlu lenf nodlari izlendi. Ayni zamanda siroza
bagli paraumblikal ven ve sol eksternal iliak ven yolu ile por-
tosistemik sant, karacigerde lobulasyon, boyutunda azalma ve
paraumblikal venin patent oldugu izlendi. Alt gastrointestinal
sistem endoskopisinde ise, sag kolon hepatik fleksura dista-
linde ilserovejetan kitle oldugu gorilerek ardisik biyopsiler
alindr. Histopatolojik inceleme sonucu adenokarsinom olarak
rapor edildi. Hasta pre-operatif dénemde endokrinoloji, gast-
roenteroloji ve anesteziyoloji bolimleri tarafindan degerlen-
dirildi ve ameliyata hazirlandi. Hastaya yapilan laparotomide
karin 6n duvarinda paraumblikal venin agik oldugu ve buna
bagli olarak genis varikéz vaskiler yapilarin gelismis oldugu

izlendi. Bu vaskiler yapilar baglanip kesildi (Resim 1). Eksplo-
rasyonda hepatik fleksura distali ve ¢tkan kolonda tanimlanan
lezyon palpe edildi. Diger intraabdominal solid organlar dogal-
di. Onkolojik prensipler dogrultusunda genisletilmis sag hemi-
kolektomi yapildi (Resim 2,3). Hasta post-operatif 6. gliniinde
sorunsuz olarak taburcu edildi. Patoloji sonucu iyi differansiye
adenokarsinom, TANOMO (klinik ve patolojik degerlendirme)
olarak rapor edildi. Postoperatif olarak onkoloji takibine alin-
du

Resim 1: Karin 6n duvar varikéz yapilarin ligasyonu.

Resim 2: Genisletilmis sag hemikolektomi materyali.
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Resim 3: Sag kolon yerlesimli malign lezyon.

TARTISMA

Kolon kanseri ve siroz birlikteligi hastalar icin 6nemli bir risk
faktori olusturmaktadir. Bu hasta popiilasyonunda postopera-
tif 30 giinliik morbidite ve mortalite oranlart farkls calismalar-
da %21.5-26 ve %48-77 olarak saptanmustit®®. Kolorektal cet-
rahide komorbiditeyi en ¢ok etkileyen durumlar igerisinde yer
alan karaciger hastaliklart disinda acil cerrahi mtdahale, 65 yas
tstii olmak, anemi, pre-operatif radyoterapi, steroid kullanimu,
kronik bobrek yetmezligi, eslik eden hastalik varligl, fonksiyo-

nel durum gibi diger risk faktotleri de yer almaktadie™!.

Olgumuzda kolon kanserine ek olarak hastaligin kendisinden
kaynaklanan anemi, karaciger sirozu ve hastanin uzun stre-
li steroid kullanimi komorbiditeyi arttirmistir. Sonug olarak
bu iki hastaligin birlikteliginde pre ve postoperatif yaklasim,
morbidite ve mortalitesi bu denli yiksek hasta grubunda ¢ok
6nemlidir. Bu hasta grubunda kolon kanserinden daha ¢ok ka-
raciger hastaliginin sagkalim tzerine etki ettigi unutulmamali-
dur.
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