Idiyopatik kronik eozinofilik pnémonili
bir olgu sunumut

Gonil TANIR!, I. Etem PISKIN!, Cumhur AYDEMIR!, Basak ADAKLI!, Serap OZMENZ, Zafer ARSLANZ,
Ugur OZCELIK3, Cigdem (INER4

1 Dr. Sami Ulus Cocuk Saghg: ve Hastaliklari Egitim ve Arastirma Hastanesi, infeksiyon Klinigi,

2 Dr. Sami Ulus Cocuk Saghgi ve Hastaliklari Egitim ve Arastirma Hastanesi, Allerji Klinigi,

3 Hacettepe (Iniversitesi Tip Fakiiltesi, Pediatrik Gogiis Hastaliklar1 Klinigi,

4 Dr. Sami Ulus Cocuk Saghg: ve Hastaliklari Egitim ve Arastirma Hastanesi, Radyoloji Bélimii, Ankara.

OZET

Idiyopatik kronik eozinofilik pnémoni (IKEP), cocuklarda ve adélesanlarda kronik akciger hastaliklar icerisinde nadir ola-
rak goriilmektedir. Iki yildir tekrarlayan pnémoni ve bronsiyal astim tanilanyla takip edilen dért yasinda erkek hasta, pe-
riferike eozinofili ve bilateral pulmoner infiltrasyonlar nedeniyle ayrintili olarak incelendikten sonra histopatolojik olarak
kronik eozinofilik pnémoni saptandi. Eozinofilik pnémoninin infeksiydz ve noninfeksiydz nedenleri saptanamayan ve oral
kortikosteroid tedavisine hizla yanit veren olgu, idiyopatik olarak kabul edildi. Bu olgu, kronik hipoksemi ve diizelmeyen
solunum sistemi semptomlar olan cocuklarda IKEP tarusimun diistiniilmesini vurgulamak amaciyla sunuldu.
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SUMMARY

Idiopathic chronic eosinophilic pneumonia: a case report

Tanir G, Piskin I[E, Aydemir C, Adakli B, Ozmen S, Arslan Z, Ozcelik U, Uner C
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Idiopathic chronic eosinophilic pneumonia (ICEP) is a rare cause of chronic lung disease in children and adolescents. We
described four-years old boy presenting with recurrent pneumonia and symptoms of bronchial asthma. Because of perip-
heral eosinophilia and bilateral pulmonary infiltrates patient investigated comprehensive and chronic eosinophilic pneumo-
nia determined histopathologically. Other conditions causing eosinophilic pneumonia were ruled out. He showed a drama-
tic response to oral corticosteroid therapy. This report emphasizes that ICEP should be considered in pediatric age group on
a cause for chronic hypoxemi or intractable symptoms of respiratory system.
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Eozinofilik akciger hastaliklari, akcigerlerde in-
filtrasyon ve dolasimda veya dokuda eozinofili
ile karakterize, heterojen bir grup olusturmakta-
dir. Bu grupta tanimlanan baslica hastaliklar;
basit pulmoner eozinofili, kronik eozinofilik pno-
moni, akut eozinofilik pnémoni, Churg-Strauss
sendromu, idiyopatik hipereozinofilik sendrom,
bronsiyal astim, allerjik bronkopulmoner asper-
gilloz, parazitik infeksiyonlar ve ila¢ reaksiyonla-
ridir (1).

Idiyopatik kronik eozinofilik pnémoni (IKEP);
cocuklarda c¢ok nadir gorilen, nedeni bilinme-
yen bir hastaliktir. Subakut ve kronik, sistemik
ve solunum sistemi semptomlari ile birlikte alve-
oler veya periferik kanda eozinofili ve akciger
grafisinde periferal pulmoner infiltrasyonlarla
karakterizedir (1-3). Cocukluk caginda kronik
eozinofilik pnédmoninin kesin sikhigi bilinmemek-
le birlikte Amerika Birlesik Devletleri'nde yapi-
lan bir ulusal siirveyans calismasinda, bir yillik
doénemde cocukluk caginda sadece dort kronik
eozinofilik pnémoni olgusu saptanmustir (4). (l-
kemizde ise literatiirde yayinlanmis sadece bir
pediatrik eozinofilik pnémoni olgusu bulunmus-
tur (5). IKEP'li bir olgu, cocukluk cagi kronik ak-
ciger hastaliklar1 arasinda nadir gérilmesi nede-
niyle sunulmustur.

OLGU SUNUMU

Dort yasinda erkek hasta, iki yildir olan 6kstirik
ve hirlti, son iki aydir terleme, burun akintisi,
sar1 renkli balgam ¢ikarma ve karin agrisi yakin-
malariyla basvurdu. Oykiisiinden; son iki yildir
astim ve pndémoni tanilar ile 10-12 kez Sanlur-
fa’da hastaneye yatirilarak antibiyotik, inhale
salbutamol, diizensiz inhale ve oral steroid teda-
vileri aldigi, yakinmalarinin azalmakla birlikte
tam olarak diizelmedigi 6grenildi. Anne ve baba-
s1 arasinda birinci derece akrabalik olan hasta-
nin 14 yasindaki amcasi da astim tanisiyla izlen-
mekte olup, annenin amcasinda tuberkiiloz
(Tbc) gecirme oykisi vardi.

Fizik muayenesinde; genel durumu kot ve peri-
oral siyanozu vardi. Vicut agirhg 19 kg (10-25p),
boy 102 cm (25-50p), nabiz sayisi 92/dakika,
solunum sayis1 68/dakika, viicut 1sis1 37°C, kan
basinci 100/60 mmHg, oksijen satiirasyonu %86
idi. Solunum sistemi muayenesinde; gogus 6n-

arka capi artmis, interkostal, subkostal retraksi-
yonlar, bilateral krepitan raller, ronkusler, ekspir-
yum uzunlugu ve hisilti mevcuttu. Batin muaye-
nesinde distansiyon, 4 cm hepatomegali ve 2 cm
splenomegali saptandi. BCG skari yoktu.

Laboratuvar incelemelerinde; Hb 11.4 g/dL, 16-
kosit sayisi 13.900/mm?3 (%52 polimorfoniikleer
l6kosit, %48 lenfosit), trombosit sayisi
316.000/mm3, eritrosit sedimentasyon hizi
(ESH) 13 mm/saat, C-reaktif protein (CRP) 11
mg/dL, serum elektrolitleri, bébrek ve karaciger
fonksiyon testleri, total protein ve albumin du-
zeyleri normal olarak saptandi. Akciger grafisin-
de bilateral parakardiyak infiltrasyon, toraks bil-
gisayarli tomografi (BT) de sag akciger alt lobda
tomurcuklanmis aga¢ gérinimd, pretrakeal ve
subkarinal en biiyigii 1 cm ¢apinda ¢ok sayida
lenfadenopati (LAP), yaygin peribronsiyal duvar
kalinlagsmasinin eslik ettigi asiner infiltrasyonlar,
orta lob mediastinal segmentte konsolidasyon
izlendi (Resim 1). Ter testi 11 mEq/L, serum
IgG, IgA, IgM, total IgE diizeyleri, ekokardiyog-
rafik incelemesi normaldi. Ttberklin deri testi O
mm, aclik mide suyunda U¢ kez direkt asido re-
zistan basil ve Mycobacterium tuberculosis poli-
meraz zincir reaksiyonu (PCR) negatif olarak bu-
lundu. Tbc kiltirinde tireme olmadi.

Bronsiyal astim ve kronik akciger hastaligi 6n
tanilariyla izleme alinan hastaya inhale salbuta-
mol, budenosid, intravenéz (IV) sulbaktam-am-

Resim 1. Toraks BT parankim penceresinde sag ak-
ciger orta lobda tomurcuklanmis aga¢ goriiniimii iz-
lenmektedir.
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pisilin tedavileri baslandi. Ailede Tbc 6ykiistiniin
varligr, BCG as! skarinin olmamasi ve toraks
BT’de endobronsiyal Tbc distindiren tomur-
cuklanmis aga¢ gérunimi ve LAP bulgulan ile
“olas1” pulmoner Tbc tanisiyla ampirik izoniazid
(altt ay), rifampisin (alti ay) ve morfozinamid
(iki ay) tedavisi baslandi. Genel durumu ve ak-
ciger dinleme bulgulan 15 gin icinde kismen
diizelen hasta, ayaktan izlenmek {izere taburcu
edildi.

Hasta li¢ ay sonra 20 gindir olan siddetli 6k-
suruk, sari renkli balgam, terleme, halsizlik ve
kilo kaybr yakinmalar ile tekrar basvurdu. Fi-
zik muayenesinde hisilti, ekspiryum uzunlugu
ve takipnesi mevcuttu. Hastaya inhale ipratro-
pium bromid, salbutamol, budesonid ve IV sul-
baktam-ampisilin tedavileri baslandi, anti-Tbc
tedavisine ikili olarak devam edildi. Akciger
grafisinde bilateral hiler dolgunluk, belirgin pa-
rankimal milimetrik retikiilonodiler ve perifere
yayilan infiltrasyon, sagda daha belirgin olan
bilateral interstisyel infiltrasyon; toraks BT’sin-
de mediastinal en buytugia 1.8 cm olan pretra-
keal, paratrakeal LAP, sag akciger orta lobda
asiner infiltrasyon, peribronsiyal duvar kalin-
lasmasi, tomurcuklanmis aga¢ manzarasi ve
sol akciger alt lobda parakardiyak infiltrasyon-
lar izlendi. Periferik yaymasinda %26 eozinofil
saptandi (total eozinofil sayisi: 2626/mm3).
Diskinin parazitolojik incelemesi ile Gi¢ giin st
Uste parazit saptanmadi. Genel besin ve inhaler
allerjenlerle epidermal deri testleri, Aspergillus
deri testi, Fasciola hepatica, Toxocara canis,
Trichinella spiralis serolojik incelemeleri nega-
tif bulundu. Periferik kan T-lenfosit alt gruplari,
serum Kkantitatif immunglobulin dizeyleri, len-
foblastik transformasyon testi, nitrobluetetra-
zolium testi normal, “Human Immunodefici-
ency Virus (HIV)” ELISA negatifti. Fleksibl
bronkoskopi ile trakea ve ana bronslar normal,
sag akciger Ust ve alt lobda daha ¢ok olmak
Uzere bilateral piriilan materyal izlendi. Trake-
aozefageal fistll ve yabanci cisim saptanmadi.
Bronkoalveoler lavaj (BAL) sivisinda eozinofili,
lipid ve hemosiderin yukli makrofaj yoktu, M.
tuberculosis PCR negatif, anaerop ve mantar
kilturinde treme olmadi. Aerop kiltlirde genis
spektrumlu beta-laktamaz yapan, 50.000

cfu/mL Escherichia coli tretildi. Antibiyotik te-
davisi antibiyograma gore 60 mg/kg/gin IV
meropenem olarak degistirildi. izleminde, teda-
viye ragmen genel durumunda bozulma olma-
s1, belirgin hisilti, ekspiryum uzunlugu, akciger
grafisinde infiltrasyon artisi olmasi nedeniyle
tedaviye ampirik olarak vankomisin, amfoteri-
sin B ve klaritromisin eklendi. Yogun antibiyo-
tik tedavisine ragmen kliniginde belirgin diizel-
me olmamasi nedeniyle yapilan acik akciger
biyopsisi ile alinan materyalin histopatolojik in-
celemesinde alveoller icerisinde ve interstis-
yumda eozinofil infiltrasyonu, histiyosit ve erit-
rositler izlendi (Resim 2). Histopatolojik olarak
kronik interstisyel pnémoni ve eozinofilik pno-
moni tanisi ile uyumlu oldugu belirtildi. Eozino-
filik pnémoninin infeksiy6z ve noninfeksiyoz
nedenleri saptanamayan olgu idiyopatik olarak
kabul edildi. IKEP tanisiyla 2 mg/kg dozunda
prednizolon tedavisi baslandi. Steroid tedavisi-
ne dramatik yanit veren hastanin genel durumu
ve akciger dinleme bulgulari dizeldi. Oksijen
tedavisi verilmeden oksijen satlirasyonu %96
ve Uzerinde seyretmesi nedeniyle steroid teda-
visi ile taburcu edildi.

TARTISMA

Kronik eozinofilik pnémoni siklikla orta yash ka-
dinlarda goérilen, cocuklarda ve adolesanlarda
¢ok nadir rastlanan bir hastaliktir (1). Genel du-
rum bozuklugu, ates, persistan produktif oksi-
rik, dispne, “wheezing” ve gece terlemesi
IKEP'nin tipik semptom ve bulgulandir (1,3,6).

Resim 2. Alveoller icerisinde ve interstisyumda yaygin
eozinofil infiltrasyonu, histiyosit ve eritrositler.
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IKEP’nin baslangici sinsidir ve hastamizda oldu-
du gibi genellikle belirtiler tan1 6ncesi birkag ay-
dir mevcuttur. IKEP’li hastalarda yaklasik %50
oraninda uzun siredir devam eden bronsiyal as-
tim hikayesi olup, genellikle stresi bes yildan az-
dir (3). Bizim olgumuzda da iki yildir olan bron-
siyal astim ile uyumlu klinik tablo mevcuttu.

Akcigerde veya periferik kanda goriilen eozinofi-
li IKEP icin tan1 koydurucu bulgulardan birisidir.
Periferik eozinofili cogu olguda goériilmesine rag-
men yoklugu taniy1 dislamamaktadir (1,6,7). Pe-
riferik kan veya BAL sivisinda eozinofili olmadan
IKEP'yi diger noneozinofilik akciger hastaliklarin-
dan ayirt etmek glictiir. Bu durumda biyopsi ile
histopatolojik inceleme yapilmasi gerekir (3).
Olgumuzda da baslangi¢ta olmayan eozinofilinin
sonradan ortaya ¢ikmasi ile eozinofilik pnémoni
diistintilmustir. llging olarak; olgumuzda perife-
rik kanda eozinofili mevcut iken BAL sivisinda
eozinofili saptanmamus, acik akciger biyopsisinin
histopatolojik incelemesinde saptanan eozinofili
ile kesin tan1 konulmustur. Bronkoskopi yapildig:
dénemde yliksek dozda inhale kortikosteroid
kullanimi olmasinin BAL sivisinda eozinofilinin
saptanmasini engelledigi diisinilmustr.

Cocukluk yas grubunda pulmoner eozinofilinin
etyolojisinde en yaygin nedenler parazit infeksi-
yonlar1 ve ila¢ reaksiyonlaridir. Parazit infeksi-
yonlari cografik bolgelere gore farklilk goster-
mekle birlikte Ascaris, Strongyloides, Ancylosto-
ma ve Toxocara tirleri en sik rastlanan nedenler-
dir. Cocuklarda penisilin, ampisilin, ibuprofen ve
kromalin pulmoner eozinofiliye en sik neden olan
ilaglardir (1). Parazit infeksiyonlarinin yaygin
olarak goruldiagu bir bélgeden gelmis olan has-
tamizda, diskida bircok kez yapilan parazit ince-
lemeleri ve serolojik testler sonucunda parazitoz
saptanmadi. Oykiisiinde de eozinofili nedeni
olabilecek bir ila¢ kullanimi olmamasi nedeniyle
IKEP olarak degerlendirildi.

Kronik eozinofilik pnémonide akciger grafisinde
siklikla yogun bilateral periferal infiltrasyonlar
gériliar. Eozinofili varliginda IKEP igin tanisal
olan pulmoner 6dem radyolojik goériintiisiiniin
negatif fotografik goriintiisii olgularin sadece
%25’inde izlenmektedir (6,8). Ayrica, yama tar-
zinda Ozellikle Ust loblara lokalize bilateral akci-

ger tutulumu, plevral efiizyon, gezici infiltras-
yonlar da bildirilmistir (3,7). Toraks BT de peri-
feral hava yolu hastalg: ile birlikte, buzlu cam
gorinimi ve %50 hastada mediastinal ve hiler
LAP gorulebilir (3,9). Olgumuzda da radyolojik
olarak mediastinal LAP, tomurcuklanmis agac
manzarasl, bilateral yaygin infiltrasyon mevcut-
tu.

(llkemizde cocuk ve eriskin yas grubunda Tbc
halen yaygin bir hastaliktir ve kronik eozinofilik
pnémoni, klinik ve radyolojik bulgulariyla pul-
moner Tbc'yi taklit edebilir. (lkemizden yayin-
lanmis biri ¢ocuk, digeri eriskin iki eozinofilik
pnémoni olgusunda ilk olarak Tbc tedavisi veril-
mis ve tedaviye yanit vermeyen bu olgulara da-
ha sonra histopatolojik olarak eozinofilik pno-
moni tanisi konmustur (5,10). Olgumuzda da
uzun slredir devam eden ve tedaviye ragmen
diizelmeyen solunum sistemi semptomlar: ile
birlikte Tbc ile ilgili aile hikayesi, BCG skarinin
olmamasi ve radyolojik olarak mediastinal LAP,
tomurcuklanmis aga¢ manzarasi, bilateral infilt-
rasyon varhgi ile 6ncelikle pulmoner Tbc dist-
nilmistir. Tbc tedavisine cevap vermemesi ve
izleminde periferik kanda eozinofilinin ortaya
cikmasi IKEP tanisini diisiindiirmiis, histopato-
lojik olarak tani konulmustur.

IKEP'nin oral kortikosteroid tedavisine cevabi
dramatiktir. Hastalarin yaklasik yarisinda korti-
kosteroid tedavisinin azaltilmasini veya kesilme-
sini takiben yliksek oranda relaps goriilmesi ne-
deniyle uzun sureli (en az alt1 ay) oral kortikos-
teroid tedavisi gereklidir. Bu tedavi ile eslik eden
veya delisebilecek olan ciddi bronsiyal astim
ataklar da dnlenebilmektedir (2,3,11). IKEP’de
inhale kortikosteroidler tek baslarina etkili degil-
dir, oral kortikosteroidlerin dozunu azaltmak icin
ikili tedavi seklinde verilebilirler (12). Olgumuz-
da oral steroid tedavisi sonrasi klinik ve radyolo-
jik bulgularda belirgin iyilesme gortilmesi taniy1
desteklemistir. Geg¢misinde bronsiyal astim
ataklar sirasinda oral kortikosteroid ve koruyu-
cu tedavi olarak da inhale kortikosteroid tedavi-
si alan hastamizin atak sonrasinda oral steroid
tedavisinin kesilmesini takiben semptomlarinin
giderek arttigi, dizenli inhale kortikosteroid te-
davisinin yetersiz kaldigi géralmustar.
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Sonug olarak; IKEP siklikla eriskin yas grubunun
hastaligi olmakla beraber, diizelmeyen astim
benzeri uzun streli solunum sistemi semptomla-
r1 ve bilateral periferik pulmoner infiltrasyon var-
liginda; periferik kan veya BAL sivisinda eozino-
fili olmasa bile pediatrik yas grubunda da diisi-
nilmelidir.
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