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Lenfanjiom yenidogan doneminde bas ve boyun bolgesinin
en stk goriilen konjenital kistik malformasyonlarindandur.
Norovaskiiler yapilarin infiltre oldugu durumda eksizyonu
zor ve niiks orant oldukg¢a yiiksektir. Bu durumda en yaygin
olan alternatif tedavi yontemi intralezyonel sklerozan
madde enjeksiyonudur. Bu makalede yenidogan doneminde
cerrahi eksizyon sonrast niiks eden konjenital dev boyun
lenfanjiomunda, tek doz intralezyonel bleomisin uygulama-
stn etkinligi literatiir bilgileri esliginde tartisildu.
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Effectiveness of Bleomycin Therapy for Congenital Giant
Cervical Lymphangioma: A Case Report

Lymphangioma is one of the most common congenital
cystic malformation of the head and neck region in the
neonatal period. In situations where neurovascular struc-
tures are infiltrated, the excision of the lesion is difficult
and recurrence rate is high. In that case, the most common
alternative treatment is intralesional injection of sclerosing
agents. In this case report, the effectiveness of a single dose
intralesional bleomycin for therapy of the congenital cervi-
cal lymphangioma which recurred after surgical excision
has been discussed together with the relevant literature.
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GIRIS

Lenfanjiom, lenfatik sistemin konjenital malformas-
yonudur. Lenfatik damarlarla vendz sistem arasinda
nedeni bilinmeyen bir nedenle baglantinin olugma-
masina bagli olarak gelisir. Cocukluk caginin en sik
goriilen ikinci benign vaskiiler tiimoriidiir. Sikligi
1/60.000°dir . Kapiller ve kistik lenfanjiom diye
ikiye ayrilir. Kistik lenfanjiom, kistik higroma olarak
da adlandirilir. Kistik lenfanjiom, genellikle boyun
ve aksilla bolgesinde ortaya cikarken, daha az oranda
meme dokusu, abdomen, mediasten, orbita, paratiroid
ve ekstremitelerde de goriilebilir. Kistik lenfanjiom
yalnizca bir bolgede olabildigi gibi farkli bolgelerde
birden fazla sayida goriilebilir @
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Geligsmekte olan iilkelerde kistik lenfanjiom tedavi-
sinde cerrahi eksizyon, yaygin uygulanmasina rag-
men, vital organlara infiltrasyon sonucu sinir hasari,
uzun siireli lenfatik drenaj gereksinimi, infeksiyon,
skar olusumu ve niiks gibi komplikasyonlara neden
olabilmektedir. Kistik lenfanjiom tedavisinde cerrahi
tedavi diginda, basit drenaj, aspirasyon, radyasyon,
lazer tedavisi, sklerozan ajan enjeksiyonu da kulla-
nilmaktadir. Son yillarda lenfanjiom tedavisinde
bleomisin ve picibanil (OK-432) sklerozan tedavi
uygulamalari ile basarilt sonuclar alindigi bildiril-
mektedir @,

Makalemizde yenidogan doneminde saptanan ve
cerrahi eksizyon sonrasi niiks eden boyun lenfanjio-
mu tanili hastamizda yapilan tek doz intralezyonel
bleomisin enjeksiyonunun sonucunun literatiir bilgi-
leri esliginde degerlendirilmesi amaglanmisgtir.

VAKA

Gebelik takipleri diizensiz olan 30 yasindaki anne-
nin, dogumdan hemen once hastanemizde yapilan
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ultrasonografisinde bebeginin boynunda kitle oldugu
fark edildi. Bebek 39. gebelik haftasinda, 4250 g
olarak sezaryen ile dogurtuldu. Muayenesinde sol
boyun bolgesinden supraklavikular ve suprahiyoid
bolgeye uzanan yaklagik 10x10 cm boyutlarinda
yumusak hassas olmayan doku kitlesi tespit edildi
(Resim 1). Haricen kiz olan bebegin diger sistem
muayenelerinde 6zellik yoktu. Postnatal adaptasyo-
nunda ilk giin sorunu olmayan hastanin laboratuvar
degerleri normal sinirlarda idi. Boyun magnetik rezo-
nans (MR) goriintiilemesinde 11x8x9.5 cm boyutla-
rinda, posterior oksipital alandan baslayan, medialde
retrofarengeal uzanimi izlenen ve sol parafarengeal
alana yayilarak nazofarenkste obliterasyona yol agan,
sag arterya karotis kommunis ve sag arterya karotis
eksternayr tamamen c¢evreleyen, tiroit dokusuna
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yakin komsuluk gosteren, bazilar1 yogun igerikli
hemorajik alanlarin eslik ettigi cok sayida kistik hig-
roma ile uyumlu kitle saptandi (Resim 2). Etiyolojiye
yonelik yapilan ileri tetkiklerinde, batin ve kranial
ultrasonografilerinde (US) patoloji saptanmayan has-
tanin kromozom analizi 46 XX olarak bulundu.
Postnatal 2. giinii solunum yetersizligi bulgulari geli-
sen hasta entiibe edilerek mekanik ventilasyon deste-
gine baslandi. Solunum yoluna mekanik basisi izle-
nen kitleye postnatal 9. giinde karotis bifiirkasyonun
medialinde ufak rezidii kalacak sekilde cerrahi eksiz-
yon ve marsupiyalizasyon uyguland: (Resim 3).
Histopatolojik inceleme sonucu kistik lenfanjiom ile
uyumlu bulundu. Postoperatif 2. giinde ekstiibe edil-
di. Cerrahi sonrasi sol fasiyal paralizi geligsen hasta-
nin 5. giinde lenfanjioma ait kitlesi % 90 oraninda

Resim 3.

Resim 4.
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biiyiidii (Resim 4). Kistten 90 ml serohemorajik sivi
bosaltildi. Daha sonraki takiplerinde kitlenin kiigiil-
memesi, vakanin cerrahi miidahaleye ragmen nuks
etmesi ve cerrahi tedavide total eksizyonun anatomik
nedenlerle uygulanamayisi sonucunda lezyon icerisi-
ne bleomisin uygulamasina karar verildi. Enjeksiyon
oncesi bleomisin (Bleocina R, 15 mg, Nippon Kayaku
Co., Tokyo, Japan) 1 mg/ml serum fizyolojik ile
sulandirildi. Hastanin boynu yan yatirilarak povidon
iyot ile silindikten sonra steril ortii ile kapatildi.
Lezyon icerisine 18 numara anjiokat ile girilerek
serohemorajik siv1 aspire edildi. Ardindan kist igeri-
sine 1 mg/kg dozunda bleomisin uygulandi.
Enjeksiyon sonrasi klinik ve laboratuvar bulgularin-
da patolojisi olmayan hastanin takiplerinde eksizyon
bolgesinde biiylime izlenmedi.

TARTISMA

Lenfanjiom genellikle dogumda saptanan, nadiren
ortaya ¢ikigi iki yasina kadar uzayabilen lenfatik sis-
temin konjenital kistik malformasyonudur. Siklikla
bags ve boyun bolgesinde saptanirken daha az siklikta
meme dokusu, abdomen, mediasten, orbita, paratiro-
id ve ekstremitelerde goriiliir @. Lenfanjiomun deger-
lendirilmesinde kabul goren uluslararast bir siniflama
yoktur. Genellikle morfolojik ve klinik simiflama
yapilmaktadir. Morfolojik siniflamaya gore makro-
kist, mikrokist ve miks olmak iizere 3 grupta incelen-
mektedir. Kistin boyutu 2 cm®’ten biiyiik ise makro-
kist, 2 cm®’ten daha kiiciik ise mikrokist, her ikisini
de iceriyorsa miks tip olarak tanimlanmaktadir.
Klinik simiflama ise kistin lokalizasyonuna ve yayili-
mina gore yapilmaktadir ©. Yerlesimine gore evre 1
tek tarafl infrahiyoid, evre 2 tek tarafli suprahiyoid,
evre 3 tek tarafli suprahiyoid + infrahiyoid, evre 4 iki
tarafli suprahiyoid ve evre 5 iki tarafli suprahiyoid +
infrahiyoid olarak ayrilmaktadir. Hastamizdaki lez-
yon siniflamasi miks tip + evre 3 olarak degerlendi-
rildi.

Lenfanjiom tanist klinik bulgularin yaninda asil ola-
rak goriintiileme yontemleriyle konulur. Biiyiik
boyutlardaki lezyonlar erken ve kolay tant alirken,
kiiciik boyuttaki lezyonlar dogum sonrasi fark edil-
meyerek erken tani ve tedavide gecikmelere yol aca-
bilmektedir. Tanida siklikla kullanilan radyolojik
goriintiileme yontemleri ultrasonografi, bilgisayarli
tomografi ve MR goriintiilemesidir. Manyetik rezo-

nans goriintiileme lenfanjiomun yayilimini ve boyun-
daki 6nemli yapilar (arter, sinir, kas dokulari) ile
iligkisini belirlemede daha spesifik yontem kabul
edilir ®. Hastamizin antenatal anamnezinde annesi-
nin gebelik siiresince hi¢ takibe gitmedigi, dogum
icin bagvurdugu hastanemizde yapilan ultrasonogra-
fide boyunda kitlesinin saptandigi belirlendi.
Lezyonun dogum sonrast kesin tanisi radyolojik
goriintiileme (US ve MR) esliginde konuldu.

Biiyiik lenfanjiomlar larinkse, trakea ve Ozefagusa
basi yaparak yenidogan déneminde solunum ve bes-
lenme sorunlarina neden olabilmektedir. Prenatal
erken tani ve tedavi ile olasi risklerin 6nemli oranda
azaltabilecegi bildirilmigtir 7. Bu konuda Mikovic ve
ark. ® prenatal donemde saptadiklari kistik lenfanji-
omlu iki vakaya intrauterin donemde sklerozan ajan
uygulandiginda, kistin boyutunun progresif olarak
kiigiildiigli ve postnatal donemde beslenme ve solu-
num sorununun goriilmedigi, iki ile alt1 ay izleminde
herhangi bir tibbi ve estetik sorunla karsilagsmadikla-
rin bildirmistir. Gebelikte sklerozan enjeksiyonunun
giivenilirligi konusunda vaka bildirimi diginda yeterli
bilgi mevcut degildir ®. Annenin dogum Oncesi has-
taneye getirilmesi nedeniyle hastamiza antenatal
donemde herhangi bir girisim uygulanamadi.

Lenfanjiom tedavisinde cerrahi tedavi cogunlukla ilk
secenektir. Kistin biiyiidiigii, kist ici kanamanin oldu-
gu herhangi yasta da yapilabilir. Basit drenaj, aspiras-
yon ve eksizyon en sik kullanilan yontemlerdir.
Cerrahi yaklagimda total cerrahi rezeksiyon tercih
edilmesine ragmen, lezyonun komgsulugunda 6nemli
dokularin bulunmasi nedeniyle olas1 komplikasyon
ve estetik sorunlardan korumak amaciyla eksizyon
boyutu % 50 ile % 70 oraninda sinirlandirilmaktadir
©9  Hastamizda lenfanjiom lezyonunun solunum
yollarina akut basisi nedeni ile acil cerrahi girisim
yapildi. Cerrahi girisimde sag arterya karotis kom-
munis ve sag arterya karotis eksternay1 ¢evreleyen
kistik yapilar diginda kalan lezyona total eksizyon
yapildi. Postoperatif donemde hastada sol fasiyal
paralizi gelisti.

Bleomisin 1966 yilinda kegfedilen antitiimor ajandir.
Antineoplastik etkisini DNA sentezini inhibe ederek
gostermektedir. Lenfanjiom tedavisinde etkinligini,
kist duvari endotel tabakasinin hasarina sekonder
nonspesifik inflamasyona ve fibrozise neden olarak
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gosterdigi diistiniilmektedir Bleomisinin etkisi len-
fanjiomun biyiiklugi ve tipi ile iliskilidir.
Makrokistler iyi yanit verirken, mikrokistlerde bagari
orani diisiiktiir. Bleomisin enjeksiyonunun etkinligi-
nin degerlendirildigi standart protokol bulunmamak-
tadir ©. Genellikle bleomisin enjeksiyonundan sonra
kistik yapinin yaklagik % 45 ile % 60 oraninda tama-
men geriledigi bildirilmigstir. Kismi diizelmeler de
katildiginda bagari oraninin % 80’lere ¢iktig1 bildiril-
migtir 1D, Sanlialp ve ark. © sklerozan madde
enjeksiyonun tedaviye yanitini kusuzsuz, iyi ve kotii
olmak lizere li¢ gruba ayirmisti. Bu siniflamaya gore;
hastamiz bleomisin enjeksiyonundan sonra lenfanji-
om boyutunun tamamen kayboldugu (kusursuz) grup
olarak degerlendirildi. Bleomisin dozu konusunda
ortak goriis bildirilmemektedir ©. Hastamizda
Bleomisin intralezyonel olarak 1 mg/kg tek doz kul-
landi. Uygulama sonrast herhangi komplikasyon
goriilmedi.

Boyun bolgesinin kistik lenfanjiom ameliyati, kom-
sulugundaki damar ve sinir yapilarindan dolay1 zor
ve komplikasyon orani yiiksek girisimdir. Cerrahi
sonrasi niiks eden vakalara intralezyonel tek doz ble-
omisin enjeksiyonu, kolay, komplikasyonsuz, giiven-
le uygulanabilen alternatif tedavi yontemidir.

KAYNAKLAR

1. Stringel G. Hemangiomas and lymphangiomas. In: Aschraft
KWH, ed. Pediatric Surgery. Phidelphia: 1990: 802-22.

146

10.

11.

Cocuk Dergisi 11(3):143-146, 2011

Bhattacharyya NC, Yadav K, Mitra SK, Pathak IC.
Lymphangiomas in children. Aust N Z J Surg 1981;51(3):296-
300.

http://dx.doi.org/10.1111/j.1445-2197.1981.tb05961 .x

Bill AH, Jr. Sumner DS. A Unified concept of lymphangioma
and cystic hygroma. Surg Gynecol Obstet 1965;120:79-86.
PMid: 14259790

Yoo JC,Ahn Y, Lim YS, Hah JH, Kwon TK, Sung MW, et
al. OK-432 sclerotherapy in head and neck lymphangiomas:
long-term follow-up result. Otolaryngol Head Neck Surg
2009;140(1):120-3.
http://dx.doi.org/10.1016/j.0tohns.2008.10.026

PMid: 19130974

Sanlialp I, Karnak I, Tanyel FC, Senocak ME,
Biiyiikpamukcu N. Sclerotherapy for lymphangioma in
children. Int J Pediatr Otorhinolaryngol 2003;67(7):795-800.
http://dx.doi.org/10.1016/S0165-5876(03)00123-X

Ameh EA, Nmadu PT. Cervical cystic hygroma: pre-, intra-,
and post-operative morbidity and mortality in Zaria, Nigeria.
Pediatr Surg Int 2001;17(5-6):342-3.
http://dx.doi.org/10.1007/s003830000558

PMid: 11527161

Sung MW, Lee DW, Kim DY, Lee SJ, Hwang CH, Park
SW, et al. Sclerotherapy with picibanil (OK-432) for congeni-
tal lymphatic malformation in the head and neck.
Laryngoscope 2001;111(8):1430-3.
http://dx.doi.org/10.1097/00005537-200108000-00020
PMid: 11568580

Mikovic Z, Simic R, Egic A, Opincal TS, Koprivsek K,
Stanojevic D, et al. Intrauterine treatment of large fetal neck
lymphangioma with OK-432. Fetal Diagn Ther 2009;26(2):
102-6.

http://dx.doi.org/10.1159/000238111

PMid: 19752516

Adejuyigbe O, Abubakar AM, Sowande OA, Olayinka OS,
Uba AF. Experience with anorectal malformations in Ile-Ife,
Nigeria. Pediatr Surg Int 2004;20(11-12):855-8.
http://dx.doi.org/10.1007/s00383-004-1297-1

PMid: 15565306

Okada A, Kubota A, Fukuzawa M, Imura K, Kamata S.
Injection of bleomycin as a primary therapy of cystic lymphan-
gioma. J Pediatr Surg 1992;27(4):440-3.
http://dx.doi.org/10.1016/0022-3468(92)90331-Z

Orford J, Barker A, Thonell S, King P, Murphy J.
Bleomycin therapy for cystic hygroma. J Pediatr Surg
1995;30(9):1282-7.
http://dx.doi.org/10.1016/0022-3468(95)90485-9



