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Bilateral Tibia Fibula Kirigi Sonrasi Kompleks Bolgesel Agri Sendromu

Bilateral Complex Regional Pain Syndrome after Fracture of Bilateral Tibia and Fibula

Senem Sas, Zeynep Karakuzu Giing6r*, Hatice Rana Erdem*, Figen Tuncay*
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Kompleks bélgesel agri sendromu tip 1 (KBAS-1) agrili bir olaydan sonra ortaya cikan allodini, hiperaljezi, 6dem, deri kan akiminda anormallik
ve anormal sudomotor aktivite bulgulariyla karakterize agrili bir klinik durumdur. Sinir yaralanmasi oldugunda ise KBAS-2 olarak kategorize
edilmektedir. KBAS-1 etiyopatogenezinde santral ve periferal mekanizmal sorumlu tutulmaktadir. KBAS-1 genellikle hasarlanan ekstremitede
ortaya ¢ikar. Ancak, bazen karsi ekstremitede de gdrilebilir. Bu yazida bilateral tibia fibula kingi sonrasi bilateral KBAS-1 gelisen bir olguyu

glncel literatir esliginde sunmaktayiz.
Anahtar kelimeler: Kompleks bélgesel agri sendromu, bilateral, kirik

Abstract

Complex regional syndrome type 1 (CRPS-1) is a painful clinical condition. It occurs after a painful event and characterized by allodynia,
hyperalgesia, edema, abnormalities in skin blood flow and abnormal sudomotor activity. When CRPS-1 is associated with nerve injury, it is
defined as CRPS-2. Central and peripheral theory are responsible in etiopathogenesis of CRPS-1. Generally it occurs in the injured limb. But,
it may ocur in the opposite extremities. In this article, we present a case developing bilateral CRPS-1 after bilateral tibia and fibula fracture

by reviewing current literature.
Keywords: Complex regional pain syndrome, bilateral, fracture

Giris

Kompleks bélgesel agri sendromu tip 1 (KBAS-1) agrili bir
olaydan sonra ortaya ¢ikan allodini, hiperaljezi, dem, deri kan
akiminda anormallik ve anormal sudomotor aktivite bulgulariyla
karakterize agrili bir klinik durumdur (1). Bazi kisilerde kendini
sinirlayan  bir durumken, bazilarinda dizabiliteye neden
olabilmektedir (2). Yalnizca bir periferik sinir bolgesinde sinirli
olmayip, baslatan olayla orantisiz bir agri siklikla gorilmektedir.
Genellikle ekstremiteler etkilenirken sempatik sinir sisteminde
disfonksiyon ve siddetli ndropatik agri gorilir (3). Cogunlukla
travma veya cerrahiyi takiben gelisirken, literattrde idiyopatik
olgular da bildirilmistir (3). KBAS-1 gelisiminde genetik yatkinlik
olabilecegi 6ne surllmektedir (4). Eriskinlerde Ust ekstremite
daha sik etkilenirken, cocuklarda alt ekstremite daha sik
etkilenmektedir (1). KBAS-1'in hasarlanan ekstremitede
unilateral ortaya ¢ikmasi beklenir. Bilateral KBAS-1 daha az
siklikta ve genellikle alt ekstremitede gorulir. Bu yazida bilateral

tibia-fibula kingi sonrasi bilateral KBAS-1 gelisen olgu guincel
literatlr esliginde tartisiimistir.

Olgu Sunumu

Kirk U¢ yasindaki insaat iscisi erkek hasta her iki ayak
bileginde siddetli agri, sislik, kizariklk, hassasiyet, hareket
kisithiigr, yurlyememe sikayeti ile poliklinigimize basvurdu.
Uc ay 6nce insaatta calisirken 7 metre yiikseklikten disme
sonrasi bilateral tibia ve fibula fraktlri gelistigi, bir gtin sonra
ortopedi ve travmatoloji klinigi tarafindan opere edildigi
Ogrenildi. Ameliyat sonrasinda her iki alt ekstremiteye kisa
bacak algisi uygulanmisti. Sol alt ekstremite alcisi 25 glin, sag
alt ekstremite algisi 45 giin kadar kaldiktan sonra cikarilmis
ve hastaya sol ayak bilegine 60 gin yik vermemesi, sag
ayak bilegine 100 gin ylUk vermemesi Onerilmisti. Ancak
bu sure icerisinde hastada her iki ayak bileginde siddetli
agri, sislik ve kizariklik sikayetleri baslamis ve ylrlyemez
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olmustu. Hastanin 6zge¢misinde c¢ocuklugunda gecirdigi
klavikula kingi ve 2 kez gecirdigi sol el metakarp kirngi dykuisu
mevcuttu. Lokomotor sistem muayenesinde her iki ayak
bilegi ve parmak hareketleri ileri derecede kisith ve agrili idi.
Her iki ayak sirti ve parmaklarda belirgin 6dem, sicaklik artisi
ve palpasyonla hassasiyet tespit edildi. Hasta ayaklarindaki
siddetli agrisi ve hareket kisithgi nedeniyle tekerlekli
sandalyeyle ambuleydi. Hastaya bu muayene bulgulari ile
KBAS-1 6n tanisi konularak klinigimize hastanin yatisi saglandi.
Hastanin laboratuvar incelemesinde eritrosit sedimantasyon
hizi: 3 mm/h, Creaktif protein: 0,39 mg/dL, hemoglobin:
16,4 g/dL, WBC: 9,09 103, biyokimyasal testler normal
sinirlardaydi. Hastanin yapilan kemik dansitometresinde
L1-L4 T skoru -0,9 olarak geldi. Klinik ve laboratuvar
bulgulariyla bilateral tibia fibula kemik kingina bagl olarak
gelisen hastaya KBAS-1 tanisi konuldu (Resim 1-3). Hasta
ortopedi klinigince tekrar konstlte edildi kallus dokusu tam
olarak olusmadigindan hastanin ayak bileklerine bilateral
kismi agirlik verilerek, egzersiz programina baslandi. Hastaya
medikal tedavi olarak intramuskuler kalsitonin, nonsteroid
anti-enflamatuvar, kalsiyum-D vitamini tedavisi uyguland.
Ayrica, hastanin her iki ayak bilegine diadinamik akim,
whirlpool, transkutanéz elektriksel sinir stimilasyonu (TENS),
eklem hareket aciklik egzersizleri, germe egzersizleri, yirime
egitimi denge koordinasyon egitimi baslandi. Takiplerinde
her iki ayaginda noropatik agri tarifleyen hastanin tedavisine
pregabalin eklendi. Doz kademeli olarak 225 mg/glne cikild.
Hastamizin klinik takibinde semptomlarinda belirgin dtzelme
oldu. Ayak bilegi eklem hareket acikliginda artma kaydeden,
agrilar kalmayan hasta ayak bilegine uygulayacagr yuki
giderek artirmasi planlanarak koltuk degnekleriyle ambule
sekilde, pregabalin, kalsiyum ve D vitamini tedavisine Ug ay
stre ile devam edilmesi Onerisiyle taburcu edildi. Hastanin

Ug ay sonraki kontrolinde agri ve ddemin kayboldugu ve
bagimsiz olarak ambule oldugu gézlendi.

Resim 1. Sag alt ekstremitede tibia ve fibula fraktiri
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Resim 2. Olgunun sag ve sol tibia ve fibula fraktlrinl gésteren
grafi
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Resim 3. Benekli osteoporoz

Tartisma

KBAS-1
kirklar basta olmak Uzere travma, santral sinir sistemi

etiyopatogenezi tam olarak anlasilamasa da

hastaliklar, serebrovaskiler olaylar ve periferiknéropati gibi
durumlar sorumlu tutulmaktadir. KBAS'da periferik aksonal
adrenoreseptorlerin  sayisinda veya duyarliiginda artis,
sempatik denervasyona bagll olarak katekolaminlere karsi
artmis duyarllik oldugu dustntlmektedir. Bundan baska,
primer nosiseptif afferentler ve sempatik efferentlerden
noropeptidlerin (substans P, kalsitonin gen iliskilipeptid ve
ndropeptid Y) salinimi ile ndrojenik enflamasyon gelismesi gibi
mekanizmalarda 6ne sirllmektedir. Bu durum klinik olarak
hiperaljezi ve allodinin gelistigi santral duyarlilikla sonuglanir
(1,4).

KBAS'ta sempatik sistemin tutulumu agri ve dizabilite nedeni
olabildigi gibi dizabiliteye yanit olarak da meydana gelebilir.
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Beyin damar hastaliklarinda vazomotor ve sudomotor
belirtilerin agri olmadan gelismesi sempatik sinir etkilenmesi
olmadan da ortaya ¢ikabilecegini géstermektedir (5).

KBAS insidansi kiriklardan sonra %1-2, Colles kirigi sonrasi %7-35
olarak bildirilmistir (6). Travma merkezlerine basvuran hastalarin
iki binde birinde KBAS gelisme ihtimali mevcuttur. Periferik sinir
lezyonlarindan sonra %3, hemipleji hastalarinda %10, travmatik
beyin yaralanmalarindan sonra %13, miyokard infarktislinden
sonra %22 oraninda KBAS gelisebilir (7). Olgularin %901 KBAS-
1 iken, geri kalan bolimi periferal sinir lezyonlarinin eslik ettigi
KBAS-2'dir (kozalji) (2).

KBAS klinik bulgularinin travmadan 6 ay sonra ¢ikmasi beklenir.
Genellikle distal tutulum gérilir ve tek taraf etkilenir. Ust
ekstremitenin alt ekstremiteye gore daha sik etkilendigi
bildirilmistir (1). KBAS tim yas gruplarinda gorilebilirken,
olgularin %60-80"i kadindir (8). Literatlirde belirtilen en geng
olgu 2,5 yasindadir (9). Cocuklarda sol ekstremite ve alt taraf
tutulumun daha fazla gorildigu raporlanmis bununla birlikte kiz
cocuklarinda ve 12 yasta daha sik gorildigu vurgulanmistir (6).
Kadinlarda sik gortlmesi dstrojen bagimli agri yanitlarinin veya
psikolojik sorunlardan kaynaklanmasina baglanmaktadir (10).
KBAS'lrhastalarin depresyonayatkin kisiler oldugu distinilmesine
karsin bircok calismada KBAS nedeniyle depresyonun meydana
geldigi yayinlanmistir (8). Ayrica genetik yatkinlik arastiriimis
ve bazi insan I6kosit antijen (HLA) lokuslari ile arasinda iliski
saptanmistir. HLA-B62, HLA-DQS8, HLA-DQ1, HLA-DR13 ve HLA-
DR2'nin KBAS'da enflamasyona ve néroplastisite regiilasyonuna
katkida bulunuyor olabilecegi yayinlanmistir (4,6).

KBAS-1 genellikle hasarlanan ekstremitede gorlir. Ancak diger
ekstremitelerde de gorulebilir. Bilateral KBAS ilk kez Livingstone
tarafindan 35 olguda rapor edilmistir (11). 1183 KBAS-1
olgunun incelendigi bir calismada 10 tanesinde bilateral oldugu
yayinlanmistir (12). Yildiz ve ark. (13) ise lomber disk hernisi
nedeniyle bilateral KBAS gelisen ve konservatif tedavilere yanit
veren bir erkek olgu tanimlamiglardir.

Sandroni ve ark. (14) birden fazla ekstremite tutulum oranini
%4 olarak bildirmislerdir (14). Kurvers ve ark. (15) KBAS klinigi
olmadan karsi ekstremitede kan akim hizinda simetrik artis
oldugunu gostermislerdir. Van'dan yayinlanan bir raporda
bilateral kalkaneus kingi sonrasi gelisen bilateral KBAS'Ii bir
olgu sunulmustur (16). Altindag ve ark. (17) ise sol distal tibia
fraktlrl sonrasi tedaviye direngli bilateral KBAS olgu sunumu
yapmislardir. Bizim olgumuz ise bilateral tibia fibula kingi
sonras! bilateral KBAS-1 gelisen 43 yasindaki erkek hasta idi.
Olgumuzda kirik 6ncesinde KBAS-1"e yatkinlik olusturacak ilag
kullanimi ya da pskiyatrik hastalik dykust yoktu. Bilateral KBAS-1
gelisimi bilateral kirik ve genetik yatkinliga bagl olabilir.

KBAS tanisi primer olarak klinik ile konur. Kullanilan tani
yontemleri arasinda radyoloji, sintigrafi, magnetik rezonans
(MR), termografi ve elektromiyografi bulunmaktadir. Eriskinde
radyolojik gorlntileme ile benekli osteoporoz saptanabilir.
Ancak bu gorintl hastaligin ge¢ déneminde ortaya cikar ve
spesifik degildir. Sintigrafide erken evrede artmis tutulum
tipiktir (4). Olgumuzun tanisi tipik klinik tablo ve direkt grafi

ile konulmus, tani icin sintigrafi, MR gibi ydntemlere gerek
duyulmamistir.

KBAS-1'in  tedavisi medikal olarak ve fizik tedavi
modaliteleri ile yapilmaktadir. Medikal tedavide siklikla non-
steroid anti-enflamatuvar lilaclar, kortikosteroid, narkotik
analjezikler, sempatolitik ilaglar, alfa ve beta blokerler,
postganglionikblokerler, kalsiyum kanal blokerleri, trisiklik
antidepresanlar, antikonvulzanlar, kalsitonin ve bifosfonatlar
kullanilmaktadir.  Ayrica serbest radikal temizleyici
(dimetilstlfoksit-DMSO ve N-asetilsistein-NAC ve vazodilator
(verapamil, ketanserin veya pentoksifilin tedavilerinin yararl
olduguna dair calismalar mevcuttur (4). Bunun yani sira
elektrokonvulzif tedavi, intraven6z ketamin ve intravendz
immunglobulin  uygulamalarinin  KBAS tedavisinde faydali
oldugu rapor edilmistir (4). Ginlik 500-1000 mg C vitaminin
50 glin sure ile alinmasinin KBAS gelisimini dnlemede faydali
olduguna dair kanit mevcuttur (18).

Hastaligin fizik tedavi yontemleri ile tedavisinde ise hastaligin
dénemine gore ekstremite elevasyonu, kontrast banyo (sicak-
soguk uygulamalari), hidroterapi, elektroterapi (transkitan
elektriksel sinir stimilasyonu, diadinamik akim, interferansiyel
akim) eksternal pnémotik kompresyon, egzersiz, akupunktur,
masaj, splintleme ve ayna tedavisi gibi modaliteler yer almaktadir.
Direncli olgularda girisimsel tedavilerden vyararlaniimaktadir.
Sempatik blok uygulamalarinin KBAS tedavisinde kullanildigina
dair yayinlar bulunmaktadir. intravendz rejyonel anestezi yéntemi
ile guanitidin, bretilyum, klonidin, droperidol, ketanserin, rezerpin
ile ilgili calismalar bulunmaktadir. Guanitidinin etkinligine dair orta
dizeyde kanit bulunmaktadir (19). Ayrica plazma degisiminin
KBAS tedavisinde vyararli oldugu raporlanmistir (20). Sigarayi
birakmanin KBAS iyilesmesinde olumlu katki saglayabilecegi
bildirilmistir (21). Katznelson ve ark. (22) ise 41 yasinda sol
ayak bileginde kirik sonrasi KBAS gelisen bir hastada ¢ haftalik
hiperbarik oksijen tedavisinin yararli oldugunu vurgulamislardir.
Cerrahi tedavi direngli olgularda, kontraktir gelisenlerde
denenebilir.  Tenoliz, kapsulotomi, fasyotomi, ligaman
serbestlestirilmesi, kortikal rezeksiyon ve ampitasyon cerrahi
yontemler arasindadir. Amputasyon, tekrarlayan enfeksiyon veya
direncli olgularda rezidlel fonksiyonu iyilestirmek icin denenebilir
(4).

Bizim olgumuzun tedavisinde ise medikal tedavi olarak kalsitonin,
non-steroid anti-enflamatuvar, kalsiyum ve D vitamini, fizik tedavi
yontemlerinden ise kontrast banyo, whirlpool, diadinamik akim
ve sonrasinda TENS ve ayrica egzersiz programi uygulanmis,
agn kontroll yeteri kadar saglanamayinca pregabalin tedavisi
ilave edilmistir.

Sonug olarak; bilateral KBAS gelisimi oldukca nadir gorilir.
Bununla birlikte bizim olgumuzda oldugu gibi bilateral
yaralanmalarda birden fazla ekstremitede KBAS gelisim ihtimali
akilda tutulmalidir. Erken tani uygun tedavi proseddrlerinin
basarisi icin gereklidir.

Etik
Hasta Onayi: Alinmistir.
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