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Ozet

Akut tagsiz kolesistitli 10 yasindaki bir erkek ¢ocukta,
antibiyotik tedavisi altindayken safra kesesi perforasyonu
gelisti. Laparotomide, safra kesesi perforasyonuna ikincil
biliyer peritonit saptandi ve kolesistektomi yapildi. Hafif
hiperbilirubinemi disinda hastanin ameliyat sonrasi done-
mi sorunsuzdu. Inceleme sonucunda, Crigler-Najjar tip 2
sendromu saptandi ve fenobarbital tedavisi basland1. Saf-
ra kesesi perforasyonu ve Crigler-Najjar sendromunun
ikisi de cocukluk cagindaki nadir hastaliklardir ve In-
gilizce yayinlanan literatiirde bu iki hastaligin birlikteli-
Sine rastlanmamigtir.
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Summary

Perforation of the gallbladder and Crigler-Najjar syn-
drome

A case of acute acalculous cholecystitis in a ten-year-old
boy presented with perforation of the gallbladder under
antibiotic therapy. A biliary peritonitis secondary to gall-
bladder perforation was observed during laparotomy, and
cholecystectomy was performed. Except mild hyperbiliru-
binemia, his postoperative period was uneventful. After
investigation, Crigler-Najjar syndrome type 2 was detect-
ed and phenobarbital therapy was started. Both perfora-
tion of the gallbladder and Crigler-Najjar syndrome are
uncommon diseases in childhood, and occurrence of these
two diseases together was not previously reported in
English-language literature.
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Giris

Safra kesesi perforasyonu (SKP) cocuklarda nadiren
goriiliir. Nadir olmasinin yani sira, travma, askariya-
zis, kolelityazis, kolesistit ve safra yollari anomali-
leri gibi ¢ok farkli nedenlerden dolay1 olusabilmek-
tedir 5:0), Diger bir nadir hastalik ise Crigler-Najjar
sendromudur (CNS) ve literatiirde toplam 170 olgu
bildirilmistir (1.

Olgu Sunumu

10 yasindaki erkek cocuk, karin agrisi, ates, bulanti
ve kusma sikayetleri ile bagvurdugu bir devlet has-
tanesine yatirilmig. Tifoid ates diistiniilerek tiamfe-
nikol ve trimetoprim-sulfametoksazol tedavisi bas-
lanmis. Ertesi giin atesi diismesi iizerine agizdan
beslenmeye gegilmis. Iki giin sonra hastanin karin
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agris1 ve kusmalari tekrarlayinca, hastanemize sevk
edilmis.

Fizik muayenede; subfebril ates ile birlikte, karin
sag list kadran ve epigastriumda belirgin hassasi-
yet, rebound hassasiyet, defans ve hepatomegali tes-
pit edildi. Laboratuvar degerleri; hemoglobin 11,5
g/dL (normal smirlari: 11.5-15.5 g/dL), beyaz kiire
sayis1 13000 hiicre/mm3, SGOT 94 U/L (normal
sinirlari: 0-46 U/L), SGPT 142 U/L (normal
smirlari: 0-75 U/L), total bilirubin 2.2 mg/dL (nor-
mal sinirlari: 0-1 mg/dL) ve direkt bilirubin 0.1
mg/dL (normal smirlari: 0-0.5 mg/dl) olarak bulun-
du. Salmonella ve Brusella agliitinasyon testleri ne-
gatif, ayakta direk batin grafisi normaldi. Ameliyat
oncesi yapilan karin ultrasonografisinde; hepato-
megali, safra kesesi duvarinda kalinlasma (3 mm)
ve asit saptandr. Hastaya damar yolu ile penisilin,
gentamisin ve ornidazol tedavisi baglandi.

Hasta sag paramedian kesiyle ameliyat edildi.
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Incelemede, peritoneal boglukta bol miktarda ber-
rak safra boyali sivi mevcuttu, ayrica safra kesesi
boynunda perforasyon vardi. Barsaklar normaldi,
safra yollarinda tag veya anatomik bir bozukluk sap-
tanmadi. Retrograd kolesistektomi yapildi, loja pen-
roz dren koyularak batin kapatildi. Ameliyatta
alman batin igi sivi kiiltiiriinde lireme olmadi ve
ameliyat sonrasi 4. giin agizdan beslenme baslandi.
Histopatolojik tani, akut nekrotizan kolesistit olarak
rapor edildi.

Hastanin hatit bilirubin yiiksekligi (total bilirubin
1,14 mg/dl) disindaki tiim laboratuvar degerleri,
ameliyattan sonraki 4. giinde normale dondii. Taki-
binde baska bir sorunu olmayan hasta 8. giiniinde
taburcu edildi. Hastanin aile Oykiisii derinlestirildi-
ginde; iki kardesinde sarilik, halsizlik ve yorgunluk
sikayetleri oldugu ogrenildi. Bilirubin yiiksekli-
Sginin devam etmesi lizerine, Cocuk Hematoloji ve
Cocuk Gastroenteroloji boliimleriyle konsiilte edil-
di. Hemolize yonelik direkt testler, osmotik frajilite,
glikoz-6-fostat dehidrogenaz, coombs ve hemoglo-
bin elektroforezi normal olarak bulundu. Karaciger
fonksiyon testleri ve kontrol karin ultrasonogratisi
normaldi. Indirek hiperbilirubinemi disinda patolo-
Jjik bulgu saptanamayan olguda CNS tip 2 diisiinii-
lerek fenobarbital tedavisi baslandi ve tedaviye
olumlu cevap alindi.

Tartisma

Cocukluk caginda, hem akut tagsiz kolesistit (ATK),
hem de SKP nadiren gériiliir ). ATK ’nim etyoloji-
si belirsizdir, fakat cesitli hipotezler ileri siiriilmiis-
tiir. Safradaki degisiklikler, iskemi ve ampiiller ba-
singta artma bunlardan bir kagidir &), ATKya ge-
nellikle streptokok, salmonella, leptospria, ascaris
ve giardia enfeksiyonlar neden olur ATK, nadiren
yanik, karin travmasit ve periarteritis nodoza gibi
sistemik bir vaskiilitle iliskilidir (®. ATK’I1 hastala-
rin % 5-10"unda SKP olur, tanida gecikme morbidi-
te ve mortaliteyi dnemli oranlarda artirir ). SKP,
akut, subakut ve kronik olabilir ). Travma, obst-
riiksiyona bagh distansiyon, tas basisi, vaskiiler bo-
zukluklar ve diger nedenler SKP’ye yol acar. Bu
komplikasyon icin 6zel bir bulgu yoktur 3,
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Dogumdan itibaren siiregelen, hemolizle iligkisi ol-
mayan, indirek hiperbilirubinemi olgularinda
Gilbert sendromu, CNS tip 1 ve 2 akla gelir (I.4),
CNS’de karacigerde bilirubin glukuronidasyonunda
bir defekt mevcuttur. Iki tipi vardir: tip 1’de biliru-
bin-UDP-glukuronozil transferaz enzimi tiimiiyle
eksiktir, tip 2’de enzim kismen eksiktir (D). CNS ge-
ni 2. kromozomun q37 bolgesinde lokalizedir ve
otozomal resesif olarak tagimir (. Gilbert sendro-
munda ise, bilirubinin karacigere alinmasinda defekt
vardir. Bu sendromlarin kesin olarak ayirici tanisi-
nin yapilmasi icin, karaciger biyopsilerinde enzim
incelemeleri ve safra pigment analizi yontemleri
kullanilabilmektedir ). CNS tip 2 olgularinda feno-
barbital uygulamasi ile % 25’in iizerinde serum bi-
lirubin diizeylerinde azalma olmasi, tan1 ve tedavi
acisindan faydal bir bulgudur (14,

Akut batin tablosuyla, 6zellikle de sag iist kadran
agristyla bagvuran olgularda, ayirici tanida safra ke-
sesi ile ilgili bir patoloji olabilecegi akildan ¢ikaril-
mazsa, SKP daha erken donemde yakalanabilecek
ve prognozunda onemli oranda iyilesme saglanacak-
tir. Ayrica olgumuzda gozlenen SKP ve CNS ara-
sindaki olasi birlikteligi dikkat c¢ekigi ilging bir 6zel-
liktir.
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