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Colyak Hastaliginin Nadir Bir Prezantasyonu Olarak
Tekrarlayan Ince Bagirsak Invajinasyonu

Recurrent Small Bowel Intussusceptions an
Uncommon Presentation of Celiac Disease

Melike ARSLAN®, ~ Necati BALAMTEKIN®

sSaglik Bilimleri Universitesi Giilhane T1p Fakiiltesi, Cocuk Gastroenterolojisi BD, Ankara, TURKIYE

OZET Colyak hastaligi (CH), genetik olarak duyarli bireylerde gluten
ve ilgili prolaminler nedeni ile ortaya ¢ikan otoimmiin bir hastaliktir.
Klasik olarak ¢6lyak hastalari malapsorpsiyona bagli ishal, yagl dis-
kilama ve kilo kaybi/biiyiime geriligi gibi gastrointestinal sistem iliskili
bulgularla bagvurmaktadir. Atipik CH ise karin agrisi, kabizlik veya in-
vajinasyon gibi bulgularla da ortaya ¢ikabilir. Bu calismada; kilo kaybu,
huzursuzluk, karin distansiyonu, ishal sikayetleriyle hastaneye basvu-
ran, hipoalbuminemi ve tekrarlayan invajinasyon klinigi ile arastirilir-
ken CH tanis1 konulan 18 aylik ¢ocuk olgu sunulmaktadir.

Anahtar Kelimeler: Colyak hastaligi; invajinasyon; ¢ocuk

ABSTRACT Celiac disease is an autoimmune disease that occurs in
genetically susceptible individuals due to gluten and related prolamines.
Classically, celiac patients present with gastrointestinal system related
findings such as diarrhea due to malabsorption, fatty stool and weight
loss/growth retardation. Atypical celiac disease can also occur with
symptoms such as abdominal pain, constipation or intussusception. In
this article, we present an 18-month-old child who was admitted to the
hospital with complaints of weight loss, restlessness, abdominal dis-
tention, diarrhea, and diagnosed with celiac disease while investigat-
ing with hypoalbuminemia, recurrent intussusception clinic.
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Colyak hastaligi (CH); genetik olarak duyarli bi-
reylerde gluten ve ilgili prolaminler tarafindan ortaya
¢ikan ve glutene bagl klinik belirtilerin, CH'ye 6zgii
antikorlarin, HLA-DQ2 veya HLA-DQS haplotiple-
rinin ve enteropatinin degisken bir kombinasyonunun
varlig1 ile karakterize immiin aracili sistemik bir has-
taliktir. Gluten, bugday ve diger tahillarda (arpa, ¢av-
dar, yulaf) bulunan bir proteindir.! CH’nin klasik
semptomlari arasinda kronik ishal, kilo kayb1 ve bii-
ylime-gelisme geriligi sayilabilir. Daha yaygin ola-
rak goriilen klasik olmayan semptomlar: arasinda
demir eksikligi, siskinlik, kabizlik, kronik yorgunluk,
bas agrisi, karin agrisi ve osteoporoz bulunur.’
CH’nin psodoobstriiksiyon gibi atipik gastrointesti-
nal sikayetle prezante oldugu da bildirilmektedir.?

Invajinasyon 5 yagm altindaki ¢ocuklarda ince
bagirsak tikanikliginin yaygin bir nedenidir ve klasik
semptomlari arasinda akut karmn agrisi, kirmizi jole
seklinde digki ve karin kitlesi bulunur. Bununla bir-
likte, bu klasik semptomlar her zaman mevcut degil-
dir ve bazen ishal ve kusma ile akut viral gastro-
enteriti taklit eder. Cocuklarda invajinasyon etiyolo-
jisinin neredeyse %90'1 ileokolik ve idiyopatiktir. Idi-
yopatik invajinasyon, 3 ay ile 5 yas arasindaki
cocuklarda ince bagirsak tikanikliginin yaygin bir ne-
denidir ve son zamanlarda CH’nin invajinasyon ile
prezante olabilecegine dair olgu sunumu seklinde bil-
dirimler rapor edilmistir.*

Bu caligmada, tekrarlayan invajinasyon nedeni
ile hastaneye bagvuran ve incelemeler sonucunda CH
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tanis1 konulan bir infant sunulmus ve tartisilmistir.
Olgunun ailesinden bilgilendirilmis onam formu alin-
mistir.

I OLGU SUNUMU

On sekiz aylik erkek olgu; kilo kaybi, huzursuzluk,
karin distansiyonu, ishal sikayetiyle acil servise geti-
rildi. Olgunun son 2 ayda yaklasik 1,5 kg kilo kayb1
oldugu, 1 haftadir ishali oldugu ve karin sisliginin
yaklagik 1 giin dnce basladig1 6grenildi. Oz gegmis
ve soy ge¢misinde 6zellik arz eden bir durum bulun-
muyordu. Fizik muayenesinde viicut agirlig1 9,800 g
(3-10p), boyu 8lcm (10-25p) idi. Yaygin batin dis-
tansiyonu ve hassasiyeti mevcuttu. Diger sistem mua-
yeneleri normaldi. Tam kan sayiminda beyaz kiire:
5.500/ mm?3, hemoglobin: 11,3 g/dL, trombosit:
311.000 /mm? idi. Rutin biyokimyasal belirtegleri;
ire: 21 mg/dL, kreatin: 0,35 mg/dL, AST: 43 TU/L,
ALT: 21 IU/L, total blirubin: 0,1 mg/dL, direkt bi-
lirubin: 0,05 mg/dL, total protein: 5,3 g/dL, albii-
min: 3,1 g/dL, sodyum: 137 mmol/L, potasyum:
3,31 mmol/L olarak 6l¢iildii. Gaita mikroskopisi
normal, rotaviriis-adenoviriis antijeni negatif sap-
tandi. Karin distansiyonu i¢in direkt batin grafisi
cekilen olguda genis tabanli hava sivi seviyeleri
saptanmasi iizerine abdominal ultrasonografi ¢e-
kildi (Resim 1). Abdominal ultrasonografide sag alt
kadranda yaklasik 5 cm’lik segmentte ileogekal in-
vagine bagirsak segmenti saptanmasi iizerine ¢ocuk
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RESIM 1: Direkt batin grafisinde genis tabanli hava sivi seviyeleri.
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cerrahi servisine yatirildi. Servis yatisi sirasinda ol-
guya floroskopi esliginde hidrostatik rediiksiyon uy-
gulandi. Izlemi sirasinda 6demi gelisen olgunun
kontrol albiimin degeri 2,0 g/dL’ye kadar diistii ve
6demi gerilemeyen olguya 1 g/kg/giin albiimin ve-
rildi. Yatisinin 5. gilinlinde genel durumu diizelen
olgu taburcu edildi.

Olgu taburcu edildikten 1 hafta sonra tekrar
karin agrisi, ishal, kusma ve karin sisligi nedeni ile
getirildi. Tleri tetkik ve tedavi amactyla gocuk saglig
ve hastaliklar1 kliniginde yatirildi. Olgunun fizik
muayenesinde batin distansiyonu ve yaygin batin
hassasiyeti mevcuttu. Olgu invajinasyon, hipoalbii-
minemi ve ishale neden olabilecek durumlar yoniin-
den incelendi. Taniya yonelik laboratuvar inceleme-
lerinde Hb 11,1 g/dL, beyaz kiire 8.100/mm?, trom-
bosit 339.000/mm?, total protein 4,85 g/dL, albumin
3,3 g/dL diger biyokimyasal parametreleri ve kan
gazi normal idi. Olgu, ¢cocuk alerji-immiinoloji ve
gastroenteroloji boliimlerine konsiilte edildi. Olgu-
nun gaita mikroskopisi normal, gaita kiiltlir negatif
saptand1. Digkida rotaviriis, adenoviris, giardia lam-
blia antijeni ve Clostridium difficile toksin arama
testi negatifti. CMV IgM, IgG, ve PCR negatif sap-
tandi. Lipid profili ve immiinglobulinleri normal
bulundu. CH i¢in serolojik testler ¢alisildi. Hipoal-
bliminemi olas1 nedenlerden intestinal lenfanjiek-
tazi ve CH kesin tanis1 icin endoskopi hazirhig:
baslatildi. Yatisinin 3. giiniinde batin distansiyonu
ve kusmalari tekrar baglayan olgunun ayakta direkt
batin grafisinde yer yer hava sivi seviyeleri mevcuttu
(Resim 2). Abdominal ultrasonografisinde; sag alt
kadranda ileocekal lokalizasyonda yaklagik 4,5
cm’lik segmenti ilgilendiren hedef tahtas1 gorii-
niime neden olan invajinasyon izlendi ve olgu,
¢ocuk cerrahi servisine devredildi. Hidrostatik re-
diiksiyon islemi uygulanan olgu tekrar ¢ocuk servi-
sine devralindi ve ¢cocuk gastroenterolojisi tarafindan
0zofagogastrodudenoskopi yapildi. Duodenum mu-
kozas1 ddemli diger endoskopik bulgulart normal
olan olguda tanisal amacli biyopsi 6rnekleri alindi.
Bu sirada daha once istegi yapilmis antidoku transg-
lutaminaz IgA diizeyinin kuvvetli pozitif (>200
U/mL) oldugu saptandi. Duodenum postbulber bolge
mukozasina ait biopsi 6rneklerinin patolojisi sonu-
cunda; tama yakin villoz atrofi, intraepitelyal lenfo-
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RESIM 2: Direkt batin grafisinde yer yer hava sivi seviyeleri.

sit artis1 ve kript hiperplazisi saptandi. CH teshisi ko-
nulan olguya glutensiz diyet tedavisi basland.

Diyeti diizenlenen ve sikayetleri gerileyen olgu,
yatiginin 10. giiniinde ishalinin gegmesi ve distansi-
yonunun gerilemesi iizerine ¢ocuk cerrahisinin onay1
da almarak taburcu edildi. Izlemde, olgunun sikayet-
leri glutensiz diyet tedavisinin 4. haftasinda tamamen
iyilesti. Olgu, izleminin 2. ayinda, bu siirecte kaybet-
tigi 1,5 kg’1 geri aldi. Olgunun hélen aylik periyot-
larla gocuk gastroenteroloji polikliniginde takip ve
tedavisi yapilmaktadir.

I TARTISMA

CH; CH duyarh bireylerde (HLA-DQ2 veya HLA-
DQS8 haplotipleri pozitif kisiler) gluten aliminin te-
tikledigi,
gormesiyle sonuglanan otoimmiin bir hastaliktir.!
Kuzey Avrupa ve Kuzey Amerika’da yapilan pre-
valans ¢alismalar1t CH’nin bu toplumlarda goriilme
sikliginin 1/85-1/300 arasinda oldugunu gostermek-

ince bagirsak mukozasinin hasar

tedir. Ulkemizde yapilan ¢aligmalarda da benzer so-
nuglar saptanmistir.® Hastaligin klinigi hakkindaki
bildiklerimizin ¢ogalmasi, anti-doku transglutami-
naz antikorlar ve anti-endomisyum antikorlar gibi
ozgilliik ve duyarlilig1 yiiksek testlerin klinik kul-
lanima girmesi, hastaligin bilinenden ¢ok daha sik
goriildiiglinii anlamamizi saglamis ve farkli bulgu-
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larla gelen ¢olyak hastalarina tan1 koymamiza imkan
vermistir.°®

Literatiirde, CH nin eriskin ve ¢ocuklarda inva-
jinasyonla prezante olabilecegini bildiren siirli olgu
rapor edilmistir.” Reilly ve ark.nin yaptigi kohort ¢a-
lismasinda, tedavi edilmemis CH’li ¢ocuklar ara-
sinda invajinasyon siklig1, merkezlerinde es zamanl
olarak degerlendirilen genel pediatrik popiilasyon-
dan ¢ok daha yaygin bulunmustur (CH'li ¢ocuklarin
>%1'inin glutensiz diyet tedavisinden 6nce invaji-
nasyon gecirdigi ve merkezlerinde degerlendirilen
genel pediatrik popiilasyondaki invajinasyon preva-
lansinin %0,07 bulundugu bildirilmistir). CH tanisi-
nin beslenme bozuklugu belirtileri olmasa bile
invajinasyonlu ¢cocuk hastalarda diisliniilmesi gerek-
tigi savunulmustur. Bu ¢alismada, glutensiz diyetle
tedavi edilen CH’li cocuklarda invajinasyon tanim-
lanmamustir.®

Borkar ve ark.nin ¢6lyak hastas1 150 ¢ocukta
yaptiklar1 prospektif calismada ise yeni tan1 konulan
¢olyak hastalarinda %25 oraninda invajinasyon bil-
dirilmistir. Hipoalbiiminemi ve abdominal distansi-
yon invajinasyonlu ¢ocuklarda, invajinasyonu olma-
yanlara gore daha sik goriilmistiir. Bu ¢aligmada in-
vajinasyon, vakalarin %95'inde ince bagirsak seg-
mentlerini igeriyordu ve 2 hafta i¢inde glutensiz diyet
ile vakalarin %84'i kendiliginden diizelmisti.” Yeni
tan1 konulmus tedavisiz ¢olyak hastaliklarindaki in-
vajinasyon prevalansi gecmisteki diger ¢alismalara
gore oldukea yiiksek bulunmustu. Literatiirdeki diger
caligmalarda, ¢olyak hastalikli eriskinlerde invaji-
nasyon prevalanst %1,6-20, ¢cocuklarda ise yaklasik
%1,2 bulunmustur.” Eski ¢aligmalarin sadece semp-
tomatik hastalari calismaya dahil ettigi ve retrospek-
tif 6zellikte oldugu icin prevalansin diisiik saptandigi
savunulmustur. Borkar ve ark.nin yaptigi ¢alismada,
invajinasyon sikligimin hastaligin histopatolojik ev-
resiyle korele oldugu ve invajinasyon gegiren hasta-
larin ¢ogunun asemptomatik oldugu bulunmustur.
Colyak hastalarinda gelisen invajinasyon spontan ola-
rak ¢oziildiigiinden, aksi belirtilmedik¢e cerrahi veya
hidrostatik rediiksiyon yapilmamasi 6nerilmistir.” Ol-
gumuzun da ishal, karin sisligi, hipoalbiiminemi gibi
tipik bulgularla birlikte tekrarlayan invajinasyon gibi
atipik bulgularla birlikte prezante olmasi ilgingti. Bu
durum bize 2 yas alt1 hastalarda aslinda invajinasyon
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gibi gastrointestinal atipik bulgularin CH’nin tipik
bulgulariyla birlikte oldugunu, dikkatli bir sorgula-
manin tani1 koyma ve tedavi siirecini hizlandiracagini
ortaya koymaktadir.

Cocuklarda invajinasyon etiyolojisinin nere-
deyse %901 ileokolik ve idiyopatiktir.” Cocuklarda
invajinasyonlarin %20’si tekrarlayabilmektedir ve bu
durum ¢ogunlukla ilk 6 ay iginde olmaktadir.'® Ol-
gumuzda da tekrarlayan invajinasyon klinigi mev-
cuttu ve invajinasyonun yerlesim yeri her iki atakta
da ileokolik bolgedeydi. CH’deki invajinasyonun pa-
togenezi net degildir. Sorumlu tutulan faktorler; ince
bagirsaktaki inflamasyona bagl epiteldeki yapisal de-
gisiklikler, ince bagirsagin ¢apinin artmasi ve perist-
altizminin degismesidir.!! Hastada gelisme geriligi,
kronik ishal, karin agrisi veya kanli digkilama varsa,
invajinasyon tedavi edildikten sonra daha fazla aras-
tirma yapilmalidir.’ Son yapilan ¢aligmalarda, bes-
lenme bozuklugu belirtileri olmasa bile invajinasyon
geciren ¢ocuk hastalarda CH’nin akilda tutulmasi
onerilmektedir.®

Sonug olarak, tekrarlayan invajinasyon klini-
Siyle gelen ¢ocuk hastalarda CH’nin altta yatan ne-
denlerden birisi olabilecegi bilinmeli, bu hastalarda

erken tan1 koymanin her iki hastalikla iliskili morbid
ve mortal komplikasyonlar1 6nleyecegi unutulmama-
lidur.

Finansal Kaynak

Bu c¢alisma swrasinda, yapilan arastirma konusu ile ilgili
dogrudan baglantisi bulunan herhangi bir ilag firmasindan, tibbi
alet, gere¢ ve malzeme saglayan ve/veya iireten bir firma veya
herhangi bir ticari firmadan, ¢alismanin degerlendirme
stirecinde, ¢calisma ile ilgili verilecek karari olumsuz etkileyebile-

cek maddi ve/veya manevi herhangi bir destek alinmamistir.

Cikar Catismast

Bu ¢alisma ile ilgili olarak yazarlarin ve/veya aile bireylerinin ¢ikar
catismasi potansiyeli olabilecek bilimsel ve tibbi komite iiyeligi veya
iiveleri ile iliskisi, danismanlik, bilirkisilik, herhangi bir firmada

calisma durumu, hissedarlik ve benzer durumlart yoktur.
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