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OZET: Hipoglossi-hipodaktili, oro-mandibuler anomalilerle birlikte goriilen, asimetrik
ekstremite defektleriyle karakterize konjenital bir malformasyondur. Bu vaka raporunda,
bu malformasyona sahip bir birey, sistemik bazi ézelllklerin yanusura hipoglosst ve berabe-
rindeki ortodontik diizensizlikler yoniinden incelenmektedir.

Anahtar Kelimeler: Hipoglossi, Ortodontik anomaliler.

SUMMARY: HYPOGLOSSIA: A CASE REPORT. Hypoglossia-hypodactylia is a congeni-
tal malformation in which oro-mandibular anomalies are associated with assymetric reduc-
tion of defects of the limbs. In this case report, systemic features of this malformation,
hypoglossia and associated orthodontic anomalles were presented.
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Giris

Dil boyutlan ile ortodontik anomaliler
arasindaki iliski uzun yillardir bilinmektedir.
Dil boyutlarinin normalden kiigiik olmasi
mikroglossi veya hipoglossi olarak adlandinl-
maktadir. Bu konudaki ilk vaka raporu 1718
yilinda de Jussieu (1) tarafindan yaymlanmis-
tir.

Yazan, genelerin ve dilin bazi konjenital
defektleri cogunlukla asimetrik distal ekstre-
mite defektleri ile birlikte goriilmektedir (2).
Bu defektler bilesimi hipoglossi-hipodaktili
sendromu (3), oro-akral malformasyon veya
oro-akral-ekstremite hipogenesis sendromu
(4) adim1 almaktadirlar. Bu sendromun tipik
ozellikleri, dilin &zellikle 6n kisimlarinin total
veya parsiyel aplazisi, yGzin alt bdlgesinde
gelisim bozuklugu ve kus yiizl, alt kesici dis
eksikligi, ekstremitelerde her dereceden adak-
tili ve sindaktili ve bazen dudak-damak yangi
olarak belirtilmektedir (2, 5, 6, 7).

Literatirde, hipoglossiyi ortodontik yon-
lerden inceleyen az sayida yayina raslanmak-
tadir (8, 9, 10, 11, 12, 13). Bu yayinlar ¢ogun-
lukla genel tip literatiiriine aittir ve vakalan
sistemik 6zellikleri yéninden incelemektedir-

ler. Takdim edecegimiz vaka bir konjenital
malformasyon sendromu olup daha ¢ok orto-
dontik yonden degerlendirilecektir. Vakamiz
yalmz ortodontik tedaviyt degil her tarla dis-
sel girisimi reddettigi igin kendisinden sadece
kayitlar almakla yetinilmistir. Yine de, hipog-
lossinin ortodontik anomalilerle iligkisini gos-
termesi bakimindan bu vaka raporunun ya-
yinlanmasi distnalmuastar.

VAKA RAPORU

18 yasinda erkek olan vakamiz ¢igneme
sorunlan ve estetik sikayetlerle Ege Universi-
tesi Dis Hekimligi Fakultesi Ortodonti Anabi-
lim Dal Klinigine bagsvurmustur (Resim 1 ve
2). Annesinden alinan anamnezde, esler ara-
sinda bir kan uyusmazhigl olmadifi, ailede
benzer anomaliye sahip hi¢bir birey bulunma-
dig1 ve vakamizin, 7 dasidga takiben dogan
tek cocuklan oldugu 6grenilmistir. Anne, ha-
mileliginin ilk 4 ayinda kan durdurucu ilaglar
kullandigim beyan etmektedir. Vakamiz, anne
memesi ememediginden biberon ile beslen-
mistir. Halen sert besinleri ¢igneyememekte
ancak sulu ve yumusak gidalarla beslenebil-
mektedir. Zeka duzeyi oldukga iyt olup bir
6zel sirkette bilgisayar operatdrii olarak g¢alis-
maktadir.

* E.U. Dis Hek. Fak. Ortodonti Anabilim Dali Arastuma Gérevlist.
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Resim. 2- Vakanin Yandan Gortuntisi.

Hipoglossl

Yapilan klinik incelemede, agiz i¢inde hi-
poglossinin yanisira alt dis kavsinde asin dar-
lik goze carpmaktadir (Resim 3 ve 4). Alt 4 ke-
sici konjenital olarak eksik olup bunlann
yerinde kaninler yer almaktadir. Dil ucu ek-
siktir. ve korpusu butiunuyle agiz tabanina
yapisiktir. 1.5 ve 17 yaslannda gecirdigi iki
dil serbestlestirme operasyonuna ragmen di-
lin 6n bolgesi son derece sinirll hareketler ya-
pabilmektedir. Dilin tim fonksiyonlan agiz
tabani ile birlikte gerceklesmektedir. Alt ¢ene-
nin batin diglerinde agin bir lingual egim go-
rulmekte (Resim 5) ceneler arasinda da bariz
bir nonoklizyon géze ¢arpmaktadir (Resim
6). Alt dis kavsi ust kavis tarafindan butua-
nuyle hapsedilmistir. Alt kaninler, asin lingu-
al egimleri ve ekstriizif konumlanyla damak
mukozasinin 6n bdlgesine temas ettiklerinden
mukozada buna bagh bir kalinlasma gozlen-
mektedir (Resim 7). Dis kavislerinin gevre yu-
musak dokularla iliskisi bozulmustur. Bu-
nunla birlikte konusma -R harfinin telaffuzu
disinda -oldukga net anlasilabilmektedir.

Resim. 3- Alt Dis Kavsinin Oklizal Gortiintisa.

Resim. 4- Ust ve Alt Dis Kavislerinin Okliizal
Gorinisi.
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de gomuklik saptanmaktadir (Resim 8). Yal-
nizca sag alt 20 yas dis germi agizda olup di-
ger 20 yas dis germlerinde konjenital eksiklik
mevcuttur.

Resim. 5- Alt Dis Kavsinin Yandan Goérinidsa.

Resim. 8- Vakaya Ait Panoramik Radyografinin
GOranusa.

Yapilan sefalometrik incelemede, iskelet-
sel Simif II gene iliskisinin yanisira dik y6n
agisinda asin bir azalma gozlenmektedir (Tab-
lo I). Alt genenin 6n kafa kaidesine gore sagit-
tal yondeki konumu normaldir, ramus ve kor-
pus mandibula boyutlan da normal sinmirlarda
gorulmektedir (Sekil 1). Alt kaninlerdeki ret-
rtizyon ve Ust kesici protrizyonuna bagh ola-
rak overjet ve overbite miktarlan artis goster-
mektedir (Resim 9)

Resim. 6- Vakaya Ait Modellerin Yandan
GOrinuisi.

Resim. 7- Damagin ve Ust Dig Kavsinin Okl{izal
Gorinasa.

Ortopantomogram incelemesinde, alt 4
kesici dis eksikliginin yanisira sol ust kanin- Resim. 9- Vakamn Agiz i¢i Yandan Goériniis.
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Sekil. 1- Kullandigimiz Agisal ve Boyutsal
Olgamler.

Tablo. I- Kullanilan Sefalometrik Olctimler.

SNA 84.5
SNB 79

ANB 5.5
FMA 15.5
SN-MP 19.5
MP-PP 9.5
ArGoGn 112

Ar-Go (mm) 55.5
Go-Gn (mm) 79

1-NA 26.5
1-SN 110.5
NB-Pog (mm) 6.5

Ortodontik modeller Gzerinde yapilan
Korkhaus analizine gore ust ¢enede 1. premo-
larlar hizasinda 3.5 mm., 1. molarlar hizasin-
da da 9 mm. lik bir darlik s6z konusudur. Alt
dis kavsinde ise, 1. premolarlar arasi boyutta
16.5 mm., 1. molarlar aras1 boyutta da 13.5
mm. lik bir azalma saptanmaktadir. Sagittal
yondeki o6lgaimlerde ise, st dis kavsinde 5.5
mm. protrizyon, alt dis kavsinde de 11.5
mm. retruzyon sdz konusudur.

Vakamizda, kraniofasiyal semptomlarin
yanisira su ekstremite defektlerine raslan-
maktadir:

T e ——————— —

Hipoglossi

Sol kol dirsek hizasindan itibaren eksik-
tir, Sag elde, 1,4 ve 5. parmaklarda hipodakti-
li mevcuttur, Toraksin sol alt tarafi sag tarafa
kiyasla daha az gelismistir, Sag bacak dizden
itibaren eksik olup protez kullanmaktadir. Sol
ayakta 5. parmak disindaki parmaklarn hig-

‘biri mevcut degildir.

Vakamiz, klinigimizdeki inceleme sonra-
sinda, sistemik bulgularin degerlendirilmesi
amaciyla Ege Universitesi Tip Fakultesi Co-
cuk Saghg: ve Hastaliklan Anabilim Dah Kli-
nigine goénderilmistir. Yapilan klinik ve labo-
ratuvar incelemeler sonunda higbir "Mendeli-
an Kalitm Ornegine" uymadig), vakanin, tera-
tojenik etki ile olusan "Multipl Konjenital Mal-
formasyon” olarak degerlendirilmesi gerektigi
sonucuna vanlmistir.

TARTISMA

Dilin boyutlan, postiri ve fonksiyonlan
ile ortodontik anomaliler arasindaki iliskiler
bilinmektedir. Graber ve Swain (14), dile bagh
ozelliklerin ortodontik problemi tanimlamada
buytk éneme sahip oldugunu belirtmektedir.

Chateau (15), dislerin, distan yanak ve
dudaklar, igten de dil kaslannin arasinda yer
alan ve "dis koridoru” adim verdigi noétral bir
¢izgi tizerinde dizildigini vurgulamaktadir.
Ballard (16), ortodontik anomalilerin, dil ve
perioral kaslar aras1 dengenin bozulmasimndan
kaynaklandigim belirtmektedir. Mershon (17),
yaymladig1 aglossi vakasinda, kuigik dil par-
gaciginin yetersiz kuvvet uygulamasi sonucu
ust kaviste daralma olustugundan ve rugalar
boélgesinde kalinlagsma meydana geldiginden
bahsetmektedir.

Weinberg ve arkadaslarnna gore (18), nor-
mal bireylerde dil, konusma artikilasyonu-
nun temel organidir ve oral anomalilere sahip
bireylerde motor konusma fonksiyonlarim et-
kileyebilir.

Dil, konusma fonksiyonunda onemli rol
oynamakla birlikte, anlasilabilir konusmanin
gerceklesmesi icin gerekli tek faktdor degidir.
Glossektomi gegiren bireyler hatta konjenital
aglossi vakalan bile, dilin yardimi olmaksizin
akic1 sekilde konusabilmektedir (17).

Yiz, gene ve dile ait baz1 konjenital ano-
maliler cogunlukla distal ekstremite defektle-
riyle birlikte gortilmektedir (2). Cogu arastin-
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clya goére bu anomalilerin nedeni kesin olarak

bilinmemektedir (2, 3, 7, 19). Fulford (20), bu-
nun herediter kokenli olabilecegini bildirmek-
tedir. Roth, Sommer, Strafford (5), Nevin ve
arkadaslanna gére (21), karyotipler her za-
man normal oldugu i¢in kromozomal uyum-
suzluk ta s6z konusu olamaz.

Hipoglossi, intrauterin hayatin 4 ila 6.
haftalaninda mandibuler arkin gelisimindeki
duraklama sonucu olusmaktadir (2, 5). John-
son ve Robinow'a gére (2), bu duraklamanin
nedeni, 5. haftada mandibuler arki ge¢ici ola-
rak besleyen stapedial arterdeki bir yaralan-
ma sonucu kan akimmin durmasidir. Hipog-
lossinin baz1 ekstremite defektleriyle birlikte
gorilmesinin nedeni de, ekstremitelerdeki ge-
lisimin intrauterin hayattaki gelisim durakla-
masinin meydana geldigi donemle cakismasi-
dir. Defektlerin asimetrik olmasi ve her za-
man distalde gériilmesi de vaskiiler mekaniz-
mayla agiklanmaktadir (2).
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