Turkiye Klinikleri ] Neur 2017;12(1):21-4

I OLGU SUNUMU CASE REPORT
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Chiari Tip 1 Malformasyonu ile Iligkili
Giilme Bag Agrisi

Laughing Headache Associated with
Chiari Type 1 Malformation: Case Report

OZET Chiari Tip 1 malformasyonu olan hastalar gesitli bas agrist tipleri gosterebilmektedir. Bu has-
talarda Gksiiriik bas agrisi sik goriiliirken, glilme bas agrisi nadir bildirilmigtir. Giilme ile tetiklenen
bas agrisi, egzersiz bag agrilari i¢inde bildirilmektedir. Primer ya da sekonder goriilebilmektedir. Bu
hastalarin bas agris, okstiriik bas agris1 gibi erkeklerde daha sik olup akut baslangighidir. Patogeneze
ait bir kanit bulunamamistir; ancak gegici intrakraniyal basing artigina bagh agr1 olusturan intrak-
raniyal yapilarin gerilmesi semptomlar: agiklayabilir. En 6nemli farki: ise indometazin yanitinin
baz1 hastalarda olmamasidir. Bu caligmada, kisa siireli, siddetli ve giilme ile tetiklenen bas agris1
olan 37 yasindaki erkek olgu, kraniyal goriintiilemesinde Chiari Tip 1 malformasyonu gozlenmesi,
medikal tedavi yanit1 olmasi ve nadir goriilmesi nedeni ile sunulmustur.

Anahtar Kelimeler: Bas agris1 bozukluklari, ikincil; Chiari malformasyonu

ABSTRACT Patients with Chiari Type 1 malformation may show various headache types. Cough
headaches are common in these patients but laughing headaches are rarely reported. Laughing as a
headache precipitant has been reported in the context of exertional headaches.It may be primary
or secondary. This patients headaches were similar to cough headache and both types having a male
dominance and involving acute onset of headache. No evidence of intracranial pathology could be
found but postulated that traction on painful intracranial structures due to transient increased in-
tracranial pressure might explain symptoms. The most important difference is the lack of respon-
siveness to indomethacin in some patients. Here, a 37-year-old male patient with a short-term,
severe and laughing headache was presented with the diagnosis of Chiari type 1 malformation on
cranial imaging, medical treatment response, and rarity.

Keywords: Headache disorders, secondary; Chiari malformation

ilme ile tetiklenen bag agrisi, egzersiz bag agrilar i¢inde bildiril-

mektedir. Bu hastalarin bas agris1 6zellikleri oksiiriik bas agrisi ile

benzemektedir. Benzer sekilde erkeklerde daha sik olup, akut bas-
langighdir.! Primer veya sekonder olarak meydana gelebilmektedir. Baz1
hastalarda neoplazm, subdural hematom veya foramen magnum sendrom-
lar1 [Chiari malformasyonu (CM), baziler baski, platibazi] ile iligkili olabil-
mektedir. Bu nedenle egzersiz bas agris1 olan hastalarda mutlaka
norogoriintiileme ile sekonder nedenler ekarte edilmelidir.?

CM Tip 1 malformasyonlu (CM1) hastalarda farkl sekillerde bag agris:
eslik edebilmektedir. Ancak bu sendroma eslik eden spesifik bir bas agrisi
yoktur. Kisa siireli, uzun siireli, aurali veya aurasiz migren, tetiklenen bag
agrisi veya diisitk beyin-omurilik sivisi (BOS) basinci bas agrisi seklinde kar-
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simiza ¢ikabilmektedir. Bag agris: valsalva ile tetik-
lenmektedir ve tonsiller herniasyonun derecesi ile
koreledir. Tetikleyiciler genellikle 6kstirmedir.>?
1993 yilinda yapilan bir ¢calismada malformasyonu
olan 34 hastanin 20’sinde bags agris: saptanmis; bu
bas agrilar sorgulandiginda, 10 hasta kisa siireli (5
dk’dan kisa) “Oksiiriik bag agrisi” ataklari, 14 hasta
uzun siiren ({i¢ saat) ataklar ve sekiz hasta da de-
vamli bag agris1 tanimlamistir. Yapilan ¢aligmalarda
CM’li hastalarda beyin sap1 basi bulgulari, genel-
likle uzun ataklar1 ve devaml bas agrisi olan hasta-
larda gozlenmis ve bunlarin cerrahi tedaviye
yanitlarinin daha iyi oldugu gosterilmistir.* CM
olup migren bas agris1 ortaya ¢ikan hastalarda da
glilme tetikleyici olarak bulunmustur.

Bu ¢alisma, ¢ok nadir olmasi, sodyum valproat
tedavisi ile tama yakin diizelmesi ve CM1 iligkili
giilme bas agrisinin akilda bulundurulmasimi vur-
gulamak amaciyla sunulmustur.

I OLGU SUNUMU

Otuz yedi yasindaki erkek olgu, giilme ile iligkili bas
agris1 sikéyeti ile noroloji poliklinigimize bagvurdu.
Olgu, ozellikle fazla giildiigiinde baginin tepesinde
ve sakaklarinda siddetli, bir-iki dk siiren bag agrisi
oldugunu ve giilmeyi hemen durdurmak zorunda
oldugunu ifade etti. Bas agrisina eslik eden bagka bir
semptom yoktu ve ataklar arasinda olgu normal idi.
Oz gecmisinde ve soy ge¢misinde belirgin 6zellik
olmayan olgunun nérolojik muayenesi tamamen
normal bulundu. Sorgulandiginda, geceleri horla-
mas1 ve uyku apnesi oldugu saptandi. Rutin labora-
tuvar incelemeleri de normal bulundu. Olgunun bu
sikdyeti bazen bagirma ile de oluyordu, ancak
ikinma, 6ksiirme ve gerilme ile olmuyordu. Ceki-
len kraniyal manyetik rezonans goriintiileme
(MRG) sinde, serebellar tonsillerin foramen mag-
num diizeyinden yaklagik 8 mm inferiora uzandig:
gozlendi (Arnold-Chiari Tip 1 Malformasyonu),
(Resim 1). Servikal MRG’si normal olan olguya
beyin cerrahi kliniginin ek 6nerisi olmadi ve izlem
onerildi (Resim 2). Olguya 6ncelikle indometazin
tedavisi bagland: ve bas agrisinda rahatlama olma-
masi tizerine tedavisi kademeli olarak sodyum valp-
roat 500 mg/giin ile degistirildi. izlemde bag agrisi,
horlamas: ve uyku apnesi belirgin olarak diizeldi.
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RESIM 1-2: Hastanin kraniyal ve servikal MRG'sinde serebellar tonsillerin 8
mm foramen magnumdan inferiora uzanimi gérdliiyor.

I TARTISMA

CM1 ile iligkili giilme bag agris1 literatiirde ¢ok na-
dirdir. Ilk hasta, 1998 yilinda Morales ve ark. tara-
findan bildirilmistir.® Bir diger hastay: ise 2011
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yilinda Boga ve ark. sunmugtur. CM1 ile iligkili basg
agris1 genellikle kisa siireli, 6ksiirme, hapsirma ve
gerilme ile iligkilidir.>*” Olgumuzda ise bas agris
ozellikle giilme, bazen de bagirma ile olusuyordu;
oksiirme, 1tkinma veya diger valsalva manevralar
ile iligkisi yoktu. Valsalva manevralarinin intraspi-
nal ve intrakraniyal kompartmanlar arasinda ani
basing degisimi yapmasi sonucu serebellar tonsille-
rin foramen magnumdan yer degistirerek sinirler,
meninksler ve damarlar gibi agriya duyarh yapilar
germesi, CM1’li hastalarda kisa siireli bas agrisinin
olusum mekanizmas: olarak aciklanmaktadir.?38
Ayrica bu manevralarin intratekal basingta ani artig
yaptig1 ve subaraknoid aralikta anormal BOS akim
paterni olusturarak BOS akimini engelledigi goste-
rilmigtir.” Olgumuzda da giilme ile tetiklenen bag
agrisinin, CM1 tarafindan foramen magnumda blo-
kajla basing degisikligi yapmas1 sonucu olustugu
disinilmektedir.

Genellikle bu bas agris1 “benign tetiklenen bag
agris1” olarak isimlendirilmektedir ancak bazi has-
talarda neoplazm, subdural hematom veya foramen
magnum sendromlar1 (CM, baziler baski, platibazi)
ile iligkili sekonder meydana gelebilmektedir.!
Symonds, 1956 yilinda tetikleyici bas agrisi olan ve
goriintiilemesinde patoloji bulunmayan 21 hastay1
bildirmis ve bag agris1 olusumunu gegici intrakra-
niyal basing artisina bagh agri olusturan intrakra-
niyal yapilarin gerilmesi ile agiklamistir.! 1968
yilinda Rooke, intrakraniyal patolojisi olmayan ve
egzersiz bas agrisi olan 93 hastay1 sorguladiginda,
%25’inde gecirilmis {ist solunum enfeksiyonu ol-
dugunu bildirmis ve inflamatuar etiyolojiiyi 6ne
stirmiigtiir.!°

Bas agrisi tetikleyicileri arasinda giilme bildi-
rilmistir fakat tek basina tetikleyici oldugu hasta
sayis1 azdir. Bu hastalarin bas agrilar: okstiriik bas
agris1 ile benzerdir. Hemen hepsi erkeklerde sik
goriiliir, akut baglangiclidir ve diger tetikleyici bag
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agrilarindan en 6nemli farki bazen indometazin
yanit1 olmamasidir. 2003 yilinda Levin ve ark., 45
yasinda, kraniyal MRG’si normal olan, primer
giilme bas agrisi ile gelen bir hastay: sunmuglardir;
bu hasta indometazin tedavisinden fayda gérme-
mis, divalproat sodyum tedavisine yanit vermistir.>
Divalproat sodyum tedavisi, migren ile birlikte
olsun veya olmasin, tetiklenen bag agrilarinin pro-
filaksisinde 6nerilmektedir; hatta profilaksi kesil-
diginde giilme bag agrisinin tekrarlamadig: gosteril-
mis ve kendini sinirlayan bir durum olabilecegi 6ne
strtilmiistiir. Mekanizmasi net olarak agiklanamasa
da emosyon ile iligkili nérokimyasal mediyator
degisikligi yaptig1 6ne siiriilmektedir. Bu nedenle
giilme bas agrisinda ve diger tetikleyici bas agri-
larinda tedavi segenegi olabilir.? Olgumuzada in-
dometazin tedavisinden fayda gormemesi {izerine
valproik asit tedavisi baglanmis; olgu giilme bas
agrisinin tama yakin diizeldigini, hatta horlama-
sinin belirgin azaldiginmi ifade etmistir. Olgu-
muzda, tedaviye yanit vermesi nedeni ile muhte-
mel obstriiktif uyku apnesinin sebebi, daha 6nce
literatiirde de belirtildigi sekilde CM1 ile iligki-
lendirilmistir. Ancak kesin tani i¢in polisomno-
grafi planlanmigtir.!!

Tetikleyici bas agrisi ile gelen hastalarda
mutlaka kraniyal goériintiileme yapilmasi1 ve CM
saptanan hastalarda her tiir bag agrisi1 olabilecegi,
cerrahi tedavi yapilmayanlarda medikal tedavi
yanitinin olabilecegi unutulmamalidir.

Cikar Catigmasi
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