100

Olgu Sunumu / Case Report

DOI: 10.4274/tod.galenos.2018.27147
Turk J Osteoporos 2018;24:100-3

Cocukta Kompleks Bolgesel Agri Sendromu: Olgu Sunumu

Complex Regional Pain Syndrome in a Child: A Case Report
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Kompleks bolgesel agri sendromu (KBAS) cocuklari ve eriskinleri etkileyen genellikle distal ekstremitede gorllen agrili bir klinik durumdur.
KBAS daha cok eriskinlerde gdriilmektedir. KBAS genellikle tetikleyici stimulusu takiben ortaya cikan siddetli agr, sislik, hareket kisithihigi, trofik
bozukluklar ve benekli osteoporoz ile karakterize tablodur. KBAS-1 periferik sinir lezyonu olmayip, travma, cerrahi uygulamalar ve santral
sinir sistemi lezyonunu takiben gelisir. KBAS-2 ise, periferik sinir lezyonundan sonra olusmaktadir. KBAS-1'de baslatici faktérden daha siddetli
etkilenme gortlmektedir. KBAS tip-1 cocuklarda nadiren rastlanmaktadir. Bu yazida alt ekstremite kingini takiben KBAS-1 gelisen 9 yasindaki

erkek hasta glincel literatlr esliginde sunulmustur.

Anahtar kelimeler: Kompleks bélgesel agri sendromu, cocuk, kirik, refleks sempatik distrofi, hiperaljezi, travma

Abstract

Complex regional pain syndrome (CRPS) is a painful clinical condition that usually seen on the distal extremity, affects children and adults.
[t is more common in adults. CRPS is usually characterized by severe pain, swelling, limitation of movement, trophic disorders, and spotted
osteoporosis following triggering stimulus. CRPS-1 is not a peripheral nerve lesion, it develops following trauma, surgical applications and
central nervous system lesion. On the other hand CRPS-2 occurs after peripheral nerve lesion. In CRPS-1, a more severe effect is seen than
the initiating factor. CRPS-1 is a rare clinical condition in children. In this article, a 9-year-old male patient which developed CRPS-1 following

lower extremity fracture is presented in company with current literature.

Keywords: Complex regional pain syndrome, child, fracture, reflex sympathetic dystrophy, hyperalgesia, trauma

Giris

Refleks sempatik distrofi adiyla da bilinen kompleks bolgesel
agn sendromu (KBAS) cocuklari ve eriskinleri etkileyen genellikle
distal ekstremitede gorilen agrili bir klinik durumdur (1). KBAS,
siddetli agri, sislik, hareket kisithligi, otonom bozukluklar,
trofik bozukluklar, mobilite giicligu ve benekli osteoporoz ile
karakterize tablodur. KBAS'nin bilinen iki tipi mevcuttur. KBAS-
1 periferik sinir lezyonu olmayip, travma, cerrahi uygulamalar
ve santral sinir sistemi lezyonunu takiben gelisir. Kozalji
olarak da bilinen KBAS-2 ise, periferik sinir lezyonundan
sonra olusmaktadir. KBAS-1'de tetikleyici faktérden daha
siddetli tutulum gozlenmektedir. Eriskinlerde daha sik gorilen
KBAS ilk kez 1970 yilinda ¢ocukta tanimlanmistir. KBAS-1'in
cocukta gorllme insidansi 10 yasin altinda 100000°de 2 olarak
raporlanmistir (1,2). Cocuklarda, eriskinlerden daha iyi seyirlidir
(3). Bu yazida kalkaneus kingini takiben KBAS-1 gelisen 9
yasindaki erkek hasta gtincel literatlr esliginde sunulmustur.

Olgu Sunumu

Dokuz yasindaki erkek hasta sol ayakta siddetli agri, sislik,
kizariklik, hassasiyet, hareket kisithhidi, yurlyememe sikayeti
ile poliklinigimize basvurdu. U¢ ay 6nce patenle kayma
sonrasi kalkaneus kingi gelistigi, ertesi gin ortopedi klinigince
opere edildigi, sag alt ekstremiteye 45 giin kisa bacak algisi
uygulandiktan sonra cikarildigi ve 60 gin sol ayagina agirlik
verilmemesi dnerisinde bulunuldugu 6grenildi. Alci cikarildiktan
sonra sislik, agri, ylrlyememe sikayetinin giderek arttigi ve
tekerlekli sandalye ile ambule oldugu hasta tarafindan ifade
edildi. Hastanin 6zge¢misinde ¢zellik yoktu. Lokomotor sistem
muayenesinde sol ayak &demli, sis, palpasyonla hassas idi. Sol
ayak bilegi dorsal ve plantar fleksiyonu ileri dizeyde limitli ve
agnili idi; ambulasyon tekerlekli sandalye ile saglanabiliyordu.
Vitamin D 20 ng/mL olarak olclldi. Biyokimyasal analiz ve
akut faz reaktanlari normal sinirlardaydi. Hastada bu muayene
bulgular ile KBAS-1 distnuldi ve radyolojik degerlendirme
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ile 6n tanimiz dogrulandi (Resim 1, 2). Kemik dansitometrisi
yaptiriimadi. Uzamis immobilizasyon ve sol alt ekstremitede ki
sislik nedeniyle renkli Doppler ultrasonografi yaptirildi, sonug
normal olarak raporlandi. Hastaya medikal tedavi olarak 3 ay
stre ile glinlik 500 mg C vitamini, 600 mg kalsiyum D3 +400
IU vitamini baslandi. Ayrica, hasta fizik tedavi programina alindi.
Hastaya fizik tedavi yontemleri olarak 15 dakika whirlpool,
20 dakika transkutandz elektrik sinir stimulasyonu (TENS) ve
kontrast banyo ve eklem hareket acikhigini ve kas gucini
artirmaya yonelik egzersiz programi 15 gin sure ile onerildi.
Hastanin U¢ hafta sonraki kontroliinde bir adet kanedyenle
ambule olabildigi, ayaktaki 6demin azaldigi gézlendi. Ug
ay sonraki kontrollinde ise hasta badimsiz olarak ambule
olabiliyordu ve eklem hareketleri agik ve agrisiz idi.

Tartisma

KBAS ilk kez cocuk olguda 1970 vyilinda tanimlanmistir.
Cocuk popllasyonunda (18 yas alt) KBAS tip-1 kizlarda daha
cok gorilmektedir. Olgularin %85'i kizdir. Cinsiyet farkinin
Ostrojenin agr yanitlarini etkilemesine baglanmaktadir. KBAS
tanisi ortalama 12 vyas civarina konulur. Bes yasin altinda
nadirdir. Cocuklarda alt ekstremite Ust ekstremiteye gdre daha
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Resim 1. Olguya ait ayak X-ray: Diffliz osteopeni

cok etkilenmekte ve en sik ayak tutulmaktadir. Alt ekstremite
tutulumu %76 olarak bildirilmistir. Cocuk olgularin %15'inde
sekonder bodlge tutulumu mevcuttur, bunun ise %10°u
kontralateral. Eriskinlerde ise Ust ekstremite tutulumu iki kat
fazladir. Bu durum cocuklarda alt ekstremite yaralanmalarinin
daha fazla olmasindan kaynaklanmaktadir. KBAS, cocukta en sik
ayakta ve sol tarafta gortldigu bildirilmistir (4). KBAS ile ilgili en
geng olgu 274 yasta raporlanmistir (5). Burada sunulan olgu, sol
ayakta KBAS-1 gelisen 9 yasinda bir erkek cocuktu. KBAS, kemik
fraktlrleri, cerrahiyi takiben, kontlizyon, zorlama ve burkulma
gibi durumlar sonrasinda distal ekstremitede gorllmektedir.
Kardiyak nedenler, spinal kord yaralanmasi, serebrovaskdiler
hastaliklar sonrasi KBAS nadiren ortaya ¢ikmaktadir (6). Bununla
birlikte; Low ve ark. (7) tarafindan cocuk olgularin yarisinda
travma bildiriimedigini yayinlamislardir. Cocuklarda anksiyete
bozuklugu, uyum sorunlari, posttravmatik stres bozuklugu gibi
psikolojik faktdrler KBAS nedenleri arasinda gosteriimektedir.
Ayrica, Minchausen sendromu, kizamikcik asisi ve migren
KBAS etiyolojisinde suglanmaktadir (6,8). Bizim olgumuzda
KBAS'nin tetikleyen travma 6ykUsi mevcuttu, psikolojik faktorler
bulunmuyordu. KBAS ile ailesel olgular bildirilmistir. Spesifik bir
gen belirlenememesine ragmen insan lékosit antijenleri (HLA)
allelleri ile iliski olabilecedi yayinlanmistir (6). Higashimoto ve
ark. (9) mitokondriyal DNA sekans varyantlarinin, KBAS-1 ve
diger disotonomik durumlara yatkinlik olusturdugunu &ne
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Resim 2. Olguya ait ayak X-ray: Benekli Osteopeni
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stirmuslerdir. Bizim olgumuzda ailesel yatkinlik tespit edilmedi.
Allodini, hiperaljezi, trofik degisiklikler, otonom sinir sistemi
bozukluklari, sudomotor bozukluklar KBAS'ninde sik gdrilen
bulgulardir. Ayrica, cocuklarda eriskinlere benzer olarak hareket
bozukluklari ve distoni KBAS'ninde 1/3 oraninda gorilmektedir.
Olgumuzda distoni tespit edilmezken, yirime gugligu
mevcuttu. KBAS tip 1 tanisi klinik olarak Budapeste kriterlerine
gobre konulur (Tablo 1) (10). Goérintileme yontemleri de tani
dogrulamak igin kullaniimaktadir. Radyolojik yontemler olarak
direkt grafi, manyetik rezonans, elektromiyografi, termografi,
sintigrafi gibi yontemler tercih edilmektedir (5,7). Eriskin
hastalarda direkt grafi ile benekli osteoporozun eslik ettigi yaygin
kemik mineral yogunlugunda (KMY) azalma tespit edilirken,
cocuk olgularin yalnizca %50'sinde bu gorinim tespit edilir
(11). Cocuklarda da KMY degerleri 6lcilmektedir (12). Eriskin
olgularda sintigrafide artmis tutulum beklenirken cocuklarda
azalmis tutulum veya normal gorilebilir (13). Biz olgumuzun
tanisini klinik olarak koyduk, réntgen disinda ilave bir inceleme
yontemine ihtiyac duymadik. Oykiide travma varligi, hiperaljezi
olmasi, vazomotor ve sudomotor degisikliklerin olmasi, trofik
degisiklikler ile réntgende benekli osteopeni gdrilmesi KBAS
tanisini koydurmustur.

KBAS'nin ayiric tanisi selllit, fasiit, miyozit, septik artrit,
osteomiyelit, fraktlr, neoplazm, derin ven trombozu ve
enflamatuvar hastaliklarla yapilmaldir (5,7). Hastanin
laboratuvar bulgularinda akut faz reaktanlarinin normal olmasi,
cekilen grafide kirik bulgusunun olmamasi ve yapilan renkli
Doppler ultrasonda tromboz bulgusunun olmamasi ile hastaya
KBAS tanisi konulmustur. Tim kronik agri sendromlarinda
oldugu gibi KBAS-1'in tedavisine multidisipliner yaklasiimalidir.
Fizyoterapi uygulamalari, mesleki terapi, psikoterapi, analjezikler
gibi noninvaziv tedaviler uygulanmaktadir. Fizyoterapide amag

Tablo 1. Budapeste tani kriterleri

Kriter 1 Baglatan herhangi bir olayla orantisiz olan, devam eden agri

Asagidaki 4 grup semptomun =3 grubundan =1 tane semptom
varligi

duyu: Hiperestezi ve/veya allodini

vazomotor: Sicaklik asimetrisi ve/veya deri renk degisikligi ve/

i veya deri renk asimetrisi

Kriter 2 N m S
sudomotor/6dem: Odem ve/veya terleme degisiklikleri ve/veya
terleme asimetrisi

motor/trofik: Azalmis EHA ve/veya motor disfonksiyon
(gigstizliik, tremor, distoni) ve/veya trofik degisiklikler (tly,
tirnak, deri)

Asagidaki kategorilerden 2 veya daha fazlasindan =1 tane
bulgunun degerlendirme aninda tespit edilmesi

Duyu (Pinprick ile) hiperaljezi ve/veya (ylzeyel dokunma ve/veya
derin somatik basing ve/veya eklem hareketi ile ortaya ¢ikan)
allodini tespiti

e E vazomotor: >1 derece sicaklik asimetrisi ve/veya deri renk
degisikligi ve/veya asimetri tespiti

sudomotor/6dem: Odem ve/veya terleme degisiklikleri ve/veya
terleme asimetrisi tespiti

motor/trofik: Azalmis EHA ve/veya motor disfonksiyon (kas
gucl kaybi, tremor, distoni) ve/veya trofik degisiklikler (tty,
tirnak, deri) tespit edilmesi

EHA: Eklem hareket agikligi

etkilenen ekstremitenin hareket acikhigini artirmak, kas gucu ile
kavrama yetenegdini artirmak ve mobilizasyonu saglamaktadir.
Medikal olarak; parasetamol, non-steroidal anti-enflamatuvar
ilaclar  (NSAII), antidepresanlar, antikonviilzan, topikal
analjeziklerin ¢ocuklarda sinirli sayida olguda yararli olduguna
dair veri bulunmaktadir (5,7). Gabapentin kullaniminin yararl
olduguna dair iki olgu sunumu vyapilmistir. Akupunktur,
transkraniyal manyetik stimilasyon uygulamalarinin faydali
oldugu raporlanmistir. Lokal guanetidin uygulamasinin yararli
oldugu vyayinlanmistir. Kortikosteroid kullaniminin  ¢cocukta
etkisiz, C vitamininin etkisinin ise belirsiz oldugu bildirilmistir
(14,15). Fizik tedavide sicak, soguk, kontrast banyo, elektrik
stimilasyonu, masaj, hidroterapi, whirlpool ve egzersiz
uygulanmaktadir. Direncli olgularda girisimsel yontemlerden
faydalanilmaktadir. Epidural blok, sempatik blok, intravendz
ketamin siddetli olgularda tercih edilmektedir (14-17).
Olgumuzun tedavisinde NSAIi, C vitamini, kontrast banyo,
whirlpool, TENS, egzersiz uyguladik. Gabapentin kullanmadik.
Burada sunulan olgunun tedavisi fizik tedavi yéntemlerine yanit
vermis, girisimsel islemlere gerek duyulmamistir.

Sonug olarak; cocuklarda KBAS olgularinin cogu tip-1'dir
ve yaralanmayi takiben olusur. Baglatici olayla orantisiz agri
durumunda KBAS dustndlmelidir. Her yasta gorilebilen KBAS,
cocuklarda daha iyi seyirlidir. Klinisyenlerin KBAS farkindaliginin
artmasi ile erken tedavi mimkun olacaktir.
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