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ABSTRACT

Nocturnal Groaning Associated with REM Sleep Phenomenon
Scientific background: Nocturnal groaning is described as a syndrome
with expiratory monotonous vocalization associated with a respiratory
dysrhythmia during sleep. To date, few cases have been reported,
Nocturnal groaning is a predominantly REM sleep-related phenomenon,
because a great prevalence for REM sleep-related episodes had been
observed. Although in some literature it was told that nocturnal groan-
ing was associated with some cases of bruxism andfor sleepwalking,
there is no report of nocturnal groaning associated with any other REM
related sleep phenomenon.

Objective: To report the association of REM related sleep phenome-
nons, such as sleep paralysis and hypnagogic hallucinations with noctur-
nal groaning in a-twenty-year-old girl with excessive daytime sleepiness
and to discuss the causes of this association.

Material and methods: Neurological and ear-nose-throat examina-
tions, Epworth sleepiness scale, full-night polysomnography and mufti-
ple latency test were done.

Results: The association of nocturnal groaning with the other REM
sleep related phenemenons had to be kept in mind and investigated in
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every patient with nocturnal groaning. By this means, whether the
occurence of this association is due to a coincidence or same patho-
physiological background could be enlightened.

OZET

Bilimsel zemin: Nokturnal inleme, uyku sirasinda respiratuvar disritminin
eslik ettigi ekspiryumda monoton ses cikisinin oldugu bir sendromdur.
Gunimuze kadar cok az nokturnal inlemeli olgu bildirilmistir. Nokturnal
inleme epizodlarinin prevalansi 6zellikle REM uykusunda cok ytiksektir. Bu
nedenle REM uykusuyla iliskili bir fenomen oldugu kabul edilmektedir. Bazi
calismalarda, hastalarin birkaginda bruksizm ve uykuda ylrtime de vardir
denmesine ragmen, REM uykusuyla iliskili uyku fenomenleriyle birlikteligi
agisindan herhangi bir bilgi bulunmamakzadir.

Amag: 20 yasinda glindiz asir uykululugu olan kadin hastada nokturnal
inleme ve REM uyku fenomenlerinden uyku paralizisi ve hipnagoijik haltisi-
nasyonlarin birlikteligini bildirmek ve bu birlikteligin nedenlerini tartismak.
Gere¢c ve yodntemler: Norolojik muayenesi ve kulak-burun-bogaz
muayenesi, Epworth uykululuk skalasi, tim-gece polisomnografi tetkiki,
multipl uyku latansi testi yapildi.

Sonuglar: Nokturnal inlemeli olgularda diger REM uykusuyla iliskili
fenomenlerin birlikte bulunabilecegi akla gelmeli ve her nokturnal inlemeli

Anahtar kelimeler: nokturnal inleme, parasomni, katatrenia, uyku paralizisi, REM uykusu
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olguda sorgulanmalidrr. Ancak bu sayede, bu birlikteliin rastlantisal m
yoksa benzer patofizyolojiye mi bagl gelistigi aydinlatilabilecektir.

GIRIS

De Roeck ve Van Hoof tarafindan 1983'te uykuda
respiratuvar disritminin eslik ettigi ekspiratuar
monoton ses cikarma olan tanimlanan nokturnal
inleme, 2005 Uluslararasi Uyku Bozukluklar
Siniflamasinda  parasomniler icinde yer almistir.™
Literatlr taramalarimiza gore, gunimuze kadar
bildirilen olgu sayisi cok azdir.'

Pevernagie ve arkadaslarinin 2001 yilinda 10
nokturnal inlemeli (NI) hastayla yaptiklari bir
calismada, 2 hastada bruksizm ve 1 hastada ise
uykuda  konusma  saptanirken,  hastalarin
ailelerinden birinde bruksizm, birinde ise Ni
bulunmustur.? Tum hastalarda 6zellikle uyku
paralizisi, hipnagojik haltsinasyon ve katapleksi
sorgulanmis ve hepsi, bunlarin  olmadigini
belirtmistir.? Oldani ve arkadaslarinin 2005 yilinda
anamnezlerinde Ni tarifleyen 21 kisiyle yaptiklari bir
diger calismada ise, 4 kiside bruksizm saptanmis,
ailelerindeyse bruksizm, uykuda konusma, uykuda
yuriime, uyku terérd, NI oldugu gozlenmistir. 21
kisiden sadece 12'sinde NI tanisi polisomnografiyle
desteklenebilmistir. Bu 12 hastanin ailelerinde ise 3
bruksizm, 4 uykuda konusma ve 3 NI olgusu saptan-
mistir.* Her iki calismada da bildirilen bruksizm sikhg
genel popilasyondan farkli bulunmamuistir.*

Ayrica, Ni esas olarak REM uykusuyla iliskili bir
fenomendir.* Diger REM uykusuyla iliskili fenomenlerse
hipnagojik halsinasyonlar ile uyku paralizisi, REM
davranis bozuklugu ve kabuslan icine alan genellikle
REM uykusuyla iliskili parasomnileri icermektedir.*”

Gunimuze kadar, Ni'nin oldugu hastalarda baska
REM uykusuyla iliskili uyku fenomeni bildirilmemistir.
Burada, nokturnal inlemeye REM uykusuyla iligkili
fenomenlerden uyku paralizisi ve hipnagojik
halUsinasyonlarin eslik ettigi olgu sunularak bu
birlikteligin olasi sebepleri literattrler esliginde
tartisilacaktir.

OLGU

20 yasinda kadin hasta, 5 yildir devam eden glndiz
asiri uykululuk, horlama ve sabahlarl agiz kurulugu
sikayetleri ile Cerrahpasa Tip Fakultesi Noéroloji
Anabilim Dali Uyku Unitesi'ne basvurdu. Hasta,
inlemesinin farkinda olmamakla birlikte, ailesi hemen
hemen her gece, ¢zellikle gecenin ikinci yarisinda
“monoton inleme sesi” dénemlerinden
bahsediyordu. Son bir yildir pek cok defa uyku
paralizisi ve hipnagojik halUsinasyon deneyimleri
olmustu. Psikiyatrik bir sorunu olmadigr gibi, gégus
hastaliklarina ait bir belirti de bulunmuyordu. Fizik,
norolojik ve kulak-burun-bogaz muayeneleri nor-
maldi. Epworth uykululuk skalasinda 9 puan aldi.
(Normal: <8) Polisomnografi bulgulari: Tim gece
video-senkronize polisomnografi (Alice Sleepware
v2.2.9 2005 Respironics) tetkiki yapildi. Kayitlanan
parametreler: EEG (C3-A2, C4-A1), elektrooku-
lografi (sol ve sag dis kantus), submental ve bilateral
tibialis anterior kaslarinin ylzey EMG'si, elektro-
kardiyografi, puls oksimetre ile arteriyel oksijen
satlrasyonu, horlama sensori ile solunum sesleri,
termistdrlerle oronazal hava akimi monitérize edildi.
Torasik ve abdominal solunum hareketleri
piezosensorlerle kayitlandi. Uyku ve solunumsal
olaylar 30 saniye epoklar seklinde elle skorlandi.
Inleme uykuya daldiktan 2 saat sonra basladi ve REM
uykusunda &zellikle kumeler seklinde olustu.
Polisomnografinin cekildigi gece 7 kere nokturnal
inleme donemleri gozlendi. Bunlarin sadece 2'si
NREM Evre 2'de oldu. Inleme sirasinda anormal
hareketler veya solunum sikintisi olmuyordu. Inleme,
viicut pozisyonundan bagdimsizdi ve sadece
ekspirasyon sirasinda meydana geliyordu. Inlemeye
kalp hizinda hafif azalma (bradikardi) eslik ediyordu.
Her inleme atagini bir horultu ve kalp hizinda tepkisel
artis (tasikardi) izliyordu (Sekil 1). Oksijen satlrasyonu
%94'le %98 arasindaydi. Sirtlstl yatarken ¢ok hafif
bir horlamas! vardi. Nadir solunum eforlar gézlendi.
Uykunun makroorganizasyonu normal, uyku etkinligi
%97 olarak saptandi. Multipl uyku latansi testinde
(MULT) ortalama latans 12,3 sn ve 1 tane uyku
baslangicinda hizli g6z hareketleri periyodu
(SOREMP) gozlendi.
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$ekil 1. REM uykusu sirasinda sadece ekspiryumda gelisen nocturnal
inleme. Bradikardiyle birlikte ve inlemenin sonlanmasiyla tasikardi ve
EEG'de arosal reaksiyonu gelisiyor, REOG: Sag elektrookulografi;
LEOG: Sol elektrookulografi; CHINEMG: Mental kas elektromyografisi;
Micro: Mikrofon; ECGII: Elektrokardiyografi Thermist: Termistérlerle
saptanan Qronasal hava akimi; THO: Gégis hareketleri; ABD: Karin
hareketleri; Body: Viicut pozisyonu; RLEGEMG: Sag tibialis anterior
kasinin elektromyografisi; LLEGEMG: Sol tibialis anterior kasinin elek-
tromyografisi; SpO2: Puls-oksimetreyle oksihemoglobin saturasyon
ylzdesinin tayini; STAGE: Uyku dénemleri; S: Sirttstd; REM: Hizli giiz
hareketleri dénemi

TARTISMA

Hastamiz nokturnal inleme tani kriterlerini, sadece
hikayesinde uykuda duzenli gelisen inleme
dénemlerinin  olmasiyla degil polisomnografi
bulgulariyla da karsiliyordu.** Nokturnal inleme cok
nadir bir parasomnidir (<%1)." Bu bozuklugun klinik
altin kurali bizim de hastamizda gozledigimiz siklikla
REM uykusunda nadiren NREM Evre 2 uykusunda
ses olusumuyla giden solunum degisikligidir."* REM
uykusuyla iliskili epizodlarin prevalansinin fazla
olmasindan dolayi REM uykusuyla iliskili bir fenomen
olarak kabul edilmektedir.®

Inlemenin kokeni tam olarak saptanmamistir.
1983'te De Roeck ve Van Hoof, 3 olasi patojenetik
mekanizma onermislerdir:* 1. REM uykusunda kord
vokallerde fonksiyonel okliizyon olmasi ve bu direnci
yenmek icin zorlu ekspirasyon gelismesi; 2. REM
uykusunda ekspirasyon sirasinda periferik hava
yollarinda kritik daralma olmasi; 3. Solunumu
kontrol eden nérolojik yapilari iceren fonksiyonel
ve/veya anatomik lezyonlarin gelismesi. Vetrugno ve
arkadaslari ise 2001 yiinda bu 6&nerilenlere
“Uyanikken yapilan laringoskopik incelemenin
normal olmasi, uykuyla iliskili olarak ekspirasyon

sirasinda  Ust  solunum  yollarinda  fonksiyonel
obstriksiyonun olmadigini goéstermez”  diyerek
katilmislardir.® 2006 yilinda ise siklikla REM
uykusunda gozlenmesini uykunun bu evresinde
diyafram ve orofaringeal kaslarin anormal asenkron
aktivasyonuyla iliskilendirmeye calismislardir.” Bizim
hastamizda da NI ¢ogunlukla REM uykusunda
gozlendiginden, yukarida bahsi gecen patogenetik
mekanizmalar bizim hastamiz icin de gecerli olabilir.

Ancak, hastamizda sadece nokturnal inleme degil
uyku paralizisi, hipnagojik halliisinasyonlar ve
MULT'de 1 kere SOREMP'da bulunmaktadir.
Bunlarin timd anormal REM uykusuyla iliskili
fenomenlerdir.* Narkolepsinin ana semptomlarindan
olan uyku paralizisi tiim narkoleptik hastalarin %20-
50’sinde, genel toplumun da %5-40'inda
gbzlenmektedir.® Bunun yani sira, cogunlukla REM
uykusunda gozlenen hipnagojik hallisinasyonlarin
da siklikla narkoleptik hastalarda oldugu belirtilmek-
tedir.® Gundlz artmis uykululuk, katapleksi ve
anormal REM uykusu fenomenleri klinigi ile
tanimlanan narkolepsinin tanisinda nokturnal
polisomnografinin ardindan yapilan MULT'ne ve
BOS hipokretin dizeylerine basvurulur.® Narklepside
MULT’inde ortalama latans 8 dk. esit veya altinda ve
2 veya daha fazla SOREMP'lari bulunur.?® Ancak,
MULT'nin narkolepside tani degeri son zamanlarda
Lammers ve Van Dijk, Moscovitch gibi bazi yazarlar
tarafindan sorgulanmaktadir.® Cuinkl, narkolepsi
katapleksi hastalarinin % 15‘inde MULT sonuclari
normal veya siklikla sinirdadir; séyle ki: uyku latansi
8 dk. veya daha uzun veya sadece 1 SOREMP
saptanmaktadir.*®  Hastamizda,  katapleksili
narkolepsi veya katapleksisiz narkolepsi tanilarini
destekleyecek yeterli kantimiz olmamakla birlikte,
su andaki haliyle MULT sonucu desteklemese de,
takiplerinde  katapleksi  gelistirdigi  takdirde
narkolepsi olabilecegi ihtimali g6z ardi edilme-
melidir.

Uyku paralizisi ise, narkolepsi tanisi olmadiginda
tanisi konulan genellikle REM uykusu ile iliskili bir
parasomnidir. Uyku baslangicinda veya uykudan
uyanirken istemli hareketleri yapamama ile
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tamimlanmaktadir. REM uykusu elemanlarinin
uyaniklikta devam ettigi durum ayrismasina bir
arnektir.? Uyku apnesi gibi diger uyku bozuklugu
olan hastalarda, hatta saglkli kontrollerde bile
uyku/uyaniklik duzeni bozulunca siklikla SO-
REMP’lari, hipnagojik haltsinasyonlar, uyku paralizisi
gozlenebilir.®

Bu bulgudan yola gikilarak, bizim hastamizda
gozlenen uyku paralizisi ve hipnagojik halUsinas-
yonlarin birlikteligi soyle yorumlanabilir: 1. Siklikla
REM uykusuyla iliskili olan NI, REM uykusu sirasinda
uykuyu bozarak uyku paralizisi, hipnagojik
haltisinasyonlar gibi REM uykusuyla iliskili uyku
bozukluklarina yol acabilir; 2. Bu ¢ REM uykusuyla
iliskili uyku fenomeninin tek bir hastada gozlenmesi
tamamiyla tesadifi bir bulgu olabilir; 3. Bu ¢ REM
uykusuyla iliskili fenomen benzer patofizyolojiye
baglh gelismektedir, denebilir.

Nokturnal inlemeli olgularda, diger REM uykusuyla
iliskili fenomenlerin birlikte bulunabilecegi akla
gelmeli ve her nokturnal inlemeli olguda sorgulan-
malidir. Ancak bu sayede bu birlikteligin rastlantisal
mi, yoksa benzer patofizyolojiye mi bagl gelistigi
aydinlatilabilecektir.
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