Turkiye Gocuk Hastallklari Dergisi

Ongn Ara‘?’tl rma Or /g inal Article Turkish Journal of Pediatric Disease

Supheli Cilt Bulgusu Saptanan Gocuklarda Okult Spinal
Disrafizm Sikligr: Geriye D6nuk Bir Calisma
The Frequency of Occult Spinal Dysraphism in Children with

Suspicious Skin Findings: A Retrospective Study
Sevgi YASAR DURMUS', Cigdem UNER?, Gonca YILMAZ3

"Dr. Sami Ulus Kadin ve Gocuk Hastaliklari Egitim ve Arastirma Hastanesi, Cocuk Sagligi ve Hastaliklar Klinigi, Ankara, Turkiye
2Dr. Sami Ulus Kadin ve Gocuk Hastaliklan Egitim ve Arastirma Hastanesi, Radyoloji BolumuU, Ankara, Turkiye
3Dr. Sami Ulus Kadin ve Cocuk Hastaliklar Egitim ve Arastirma Hastanesi Sosyal Pediatri Bolim, Ankara, Turkiye

GIiRIS

Cilt ve sinir dokusu ortak ektodermal kdkene sahiptir ve fetal

OZET

Amac: Hastanemize sUpheli cilt bulgusu yakinmasiyla bagvuran ve rutin muayene sirasinda cilt bulgular saptanan
olgularda okult spinal disrafizm sikliginin saptanmasi ve sonuglarin literatlrle kiyaslanmasidir.

Gere¢ ve Yontemler: Dr. Sami Ulus Kadin Dogum ve GCocuk Saglidi ve Hastaliklar Hastanesine Haziran 2012 ve
Haziran 2013 tarihleri arasinda basvuran ve supheli cilt bulgular olan olgular geriye dénuk olarak incelendi.

Bulgular: Stpheli cilt bulgusu saptanan 117 olgu ¢alismaya dahil edildi. En sik cilt bulgusu 102 olguda saptanan sakral
gamze (%87) di. Diger bulgular; 7 olguda killanma artisi (%6), 5 olguda sakral gamze ve killanma artigi birlikteligi (%4),
2 olguda sakral sinus (%2), 1 olguda sakral kitle (%1)’di. Degderlendirilen tim olgularin %7 sinde okdlt spinal disrafizm
saptandi.

Sonug: Okllt spinal disrafizmin erken tanisinda cilt bulgulart dnemli bir yer tutmaktadir. Bu nedenle 6zellikle yenidogan
muayenelerinde klinisyenin dikkatli olmasi gerekmektedir. Cilt bulgulari saptanan gocuklarda gdrintileme ydntemleri
akilci bir sekilde kullaniimalidir.

Anahtar Soézciikler: Cilt, Okult spinal disrafizm

ABSTRACT

Objective: The aim of this study was to determine the incidence of occult spinal dysraphism in patients complaining
about skin findings and those with skin signs determined during routine medical examination and to compare the results
with the literature.

Material and Methods: Patients presenting to the Dr. Sami Ulus Obstetrics and Gynecology, Children Health and
Disease Training and Research Hospital between July 2012 and July 2013 and found to have suspicious skin findings
were evaluated retrospectively.

Results: We included 117 cases with suspicious skin findings in this study. The most frequent skin finding was a sacral
dimple (87%) that was found in 102 cases. The other findings were hypertrichosis (6%) in 7 cases, coexistence of sacral
dimple and hypertrichosis (4%) in 5 cases, sacral sinus (2%) in 2 cases and sacral mass (1%) in 1 case. Occult spinal
dysraphism was found in 7% of all evaluated cases.

Conclusion: Skin signs have an important role in the early diagnosis of occult spinal dysraphism. Clinicians should
therefore be careful during examinations and especially newborn examinations. Imaging methods must be used wisely for
children when skin signs are found.
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ayrilirken, ndral tUp kapanir. Noral ttipun defektif kapanmasi gok
cesitli konjenital spinal malformasyonlara neden olur (1).

gelisim boyunca farkllasmalari es zamanli meydana gelir.  Okilt Spinal Disrafizm (OSD); embriyogenezisin 4. haftasinda
Uciincli ve dérdiincil gestasyonel haftada cilt ve néral ektoderm  orta hat yapilannin tam olmayan kapanmasi anlamina gelir.
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SIKIgI etnik kdken, cografya ve cinsiyete bagl degismekle
birlikte her 1000 canli dogumda 0.5 ile 5 arasinda saptandigi
dUstnulmektedir (2,3). Cogu hastada ya hi¢ nérolojik bulgu
yoktur ya da ¢ok azdir (4).

OSD’e lumbosakral bdlgede bazi cilt bulgulan eslik edebilir,
bunlar; hemanjiomlar, killanma artigi (hipertrikozis), cilt katlantisi
(skin tag), sakral gamze (dimple), dermal sinUs, ciltalti kitle,
gluteal yarikta egdrilik, aplasia cutistir (2,5,6). Literatirde OSD’e
cilt bulgusu eslik etme sikiginin %50 ile %100 arasinda oldugu
bildirilmistir (5,7).

OSD Klinik olarak asemptomatik olmasina ragmen gérinttleme
yontemleri ile dermal sinds, dermoid kist, diastematomyeli ,fib-
réz band, intraspinal lipom, gerilmis kord (tethered cord), lipom-
yelomeningosel, myelomeningosel, okult spina bifida birlikteligi
saptanabilir. Bu hastalarda nérolojik bulgular gelismeden erken
tani ve erken cerrahi mUdahale yapilabilmesi icin OSD’in erken
taninmasi énemlidir (2,5,8).

Besinci, altinci aya kadar kaudal vertebralarin ossifikasyonu
tamamlanmadigi icin omurilik kanall, omurilik ve kemik yapilarin
incelenmesinde ultrasonografi tercih edilen bir ydntemdir
(9). Ayrica daha ayrintili tetkik ve cerrahi midahale gerektiren
hastalarda cerraha yol gosterici olmasli agisindan Manyetik
Rezonans Gorunttleme dustindlebilir.

Biz de bu ¢alismada geriye doniik olarak 01 Haziran 2012 ile 30
Haziran 2013 tarihleri arasinda Dr. Sami Ulus Kadin Dogum ve
Gocuk Saghgl ve Hastalklan Hastanesine bagvuran ve sipheli
cilt bulgusu saptanan 135 olguyu, OSD acisindan degerlendirdik
ve sonuglari literatirle kiyasladik.

GEREC ve YONTEM

Dr. Sami Ulus Kadin Dogum ve Cocuk Sagligi ve Hastaliklari
Hastanesi’'ne Haziran 2012 ve Haziran 2013 tarihleri arasinda
basvuran ve stpheli cilt bulgulan olan 135 olgu kayitlardan
geriye donuk olarak incelendi. Veri toplama ve akis diyagrami
Sekil 1°de verilmistir.

Olgularin calismaya dahil edilme kriterleri:
1- 18 yasin altinda olmak,
2- OSD agisindan sUpheli cilt bulgusu bulunmak,

3- Spinal bolge yuzeyel ultrasonografik gortntileme yapilmis
olmaktir.

Olgularin calismadan dislanma kriterleri:

1- Spinal bdlge ylzeyel ultrasonografik gorintlleme yapilma-
mis olmak,

2- Daha 6nceden ndrolojik bir hastalik tanisi almis olmaktir.

Olgularn; yas, cins, saptanan cilt bulgular, spinal bolge
ylUzeyel ultrasonografik incelemeleri kaydedildi. Spinal bdlge
ylzeyel ultrasonografik incelemeleri sonrasi ileri tetkik planlanan
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olgularda lumbosakral spinal manyetik rezonans géruntulemeleri
ve ndrosirlrji kararlar degerlendirildi.

Ultrasonografi cihazi olarak; Applio MX SSA-780A (Toshiba
Medical Systems Corporation, Japan), Logig 9 (GE Medical
Systems, Milwaukee, WI, United States) kullanildi. Manyetik
rezonans gortntimleme icin; 1.5.T Infinion System (Philips
Medical Systems, Cleveland, OH) cihaz kullanildi.

istatiksel analiz:

istatistiksel analiz icin Windows tabanll SPSS 17. 0 analiz
programi kullanildi. Demografik veriler icin tanimlayici istatistik
yapildi. Olclimle belirlenen degiskenler icin ortalama + standart
sapma, sayimla belirlenen degiskenler icinde (%) ve frekans
degerleri hesaplandi.

BULGULAR

Haziran 2012 tarihinden, Haziran 2013 tarihine kadar hastane-
mize cilt bulgusu yakinmasiyla basvuran ya da muayene sirasin-
da supheli cilt bulgulan saptanan 135 olgu geriye donUk olarak
incelendi. Olgulardan 7 si (%5) aile tarafindan lumbosakral bol-
gede ikinci bir agiklik fark edilmesi yakinmasi ile bagvurmustu.
Geri kalan olgular rutin muayene esnasinda saptanmigsti. Cilt
bulgusu saptanan 135 olgunun 18’i dnerilen tetkikleri yaptirma-
digr igin galismaya dahil edilmedi.

Calismaya dahil edilen 117 olgunun 61'i (%52) erkek, 56'sI
(%48) kizdi. Olgularin ortalama tani aima yasi 3.4 + 10.6 aydi (0-
72 ay). Olgularin 77’si (%65) yenidogan déneminde, 27’si (%23)
1-6 ay arasinda, 8'i (%6) 6-12 ay arasinda, 5’i (%4) 12 ay ve
Uzerindeydi (Sekil 2).

117 olgunun 102’sinde (%87) sadece sakral gamze, 7’sinde
(%6) sadece sakral bdlgede killanma artisi, 5’inde (%4) sakral
gamze ve eslik eden killanma artisi, 2'sinde (%2) sakral sinus,
1’inde (%1) sakral kitle saptandi (Sekil 1).

Spinal bolge ylzeyel ultrasonografik gérintlleme yapilan
olgularin 16’sinda (%14) anormal ultrasonografik bulgular
saptandi. Bu bulgular sakral sinus, sakral fistll, filum terminale
kisti, meningomyelosel, genis spinal kanal, fibréz bant, fibréz
kanal defekti ve omurga anomalileriydi.

Ultrasonografik anormal bulgu saptanan ya da beyin cerrahisi
tarafindan ileri goruntileme 6nerilen olgulardan 10’una manyetik
rezonans (MR) planlanmisti.10 olgudan 2 si MR yaptirmamisti.

MR yapilan 8 olgunun 5’inin MR’ normal degerlendirilmisti.
Diger 3 olgunun 2’sinde gerilmis kord, 1’inde de sakral gamze
saptanmisti. Olgular beyin cerrahisi bélimince izleme alindi.

Muayenede sakral kitle saptanan ve ultrasonografisi menin-
gomyelosel ile uyumlu olan tek olgu da MR yapilmaksizin beyin
cerrahisi bdlimune devredildi.

Goruntileme yontemleri ile dederlendirilen 117 hastanin 8'inde
(%7) okult spinal disrafizm acisindan anlamli bulgu saptandi.
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Sekil 1: Calismanin akis semasi.
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Sekil 2: Olgularin yas dagilimi.

Bunlar 4 olguda spina bifida okulta (%3), 2 olguda gerimis kord
(%2), 1 olguda meningomyelosel (%1), 1 olguda filum terminale
kisti (%1)’di.

TARTISMA

Literatirde gdruntlleme yapilimasi noktasinda uzlasi saglana-
mamakla birlikte erken tani ile birlikte cerrahi dizeltme sagla-

nabilecek bir tek hastanin saptanmasi bile dnemlidir. Farkl ¢a-
lismalarda farkl cilt bulgularina eglik eden okult spinal disrafizm
sikligi degismekle birlikte, erken ddnemde tani alamayan hasta-
larin ileri ddnemde Urolojik, nérolojik ve ortopedik sekellerle ya
da menenijitle basvurabilecek olmasi ise gorintilemenin dnemi-
ni gostermektedir (10).

Bazi arastinicilar gorintileme yapilacak cilt bulgularinda segici
davranarak; is glcU kaybini ve maliyeti azaltmayi hedeflemis-
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lerdir. Kriss ve ark. (5) 207 yenidogani iceren galismasinda go-
rintileme yapilmasi gereken sakral gamzeleri “atipik gamze”
olarak adlandirmistir. Bu gruba dahil edilecek sakral gamzelerin
derinligi 5 mm’den buyuk, antsten yUksekligi ise 2.5 cm’nin
Uzerindedir. Benzer sekilde Robinson ve ark. (10) sakral gamze
saptadiklar hastalarina gérintileme yapmadan dnce antenatal
ultrasonografi, atipik gamze olup olmamasi, eslik eden dogum-
sal anomali ya da OSD ile iliskili nérolojik bulgu olup olmadigini
sorgulayan bir protokol izlemistir. Her iki calisma da géruntile-
me Oncesi kullandigi kriterlerle, gdruntileme nedeniyle olusan
maliyette belirgin azalma kaydetmistir.

Atipik gamze kavrami literatlrde pek ¢ok calismada gdrintt-
leme icin kabul gdrirken gorintlleme dnerilen bir diger grup
ise birden fazla cilt bulgusunun birlikte bulundugu hastalardir
(3,5,6,8-10).

Calismamizda, en sik saptanan cilt bulgusu sakral gamzeydi
(%87). Kriss ve ark.(5) calismasinda sakral gamze sikigini
%74 saptarken, Ben-Sira ve ark. (11) 254 olguyu prospektif
olarak degerlendirmis ve sakral gamze sikligini %49 olarak
bildirmiglerdir. Calismamizda saptanan sakral gamze siKlig
literatUrden yUksek bulunmus olmakla birlikte, en sik gortlen
cilt bulgusu olmasi nedeni ile diger calismalarla uyumludur (5).

Calismamizda, sakral gamze saptanan olgularin %90’nin
ultrasonografik bulgular normalken sadece 1 hastada (%1)
gerilmis kord saptanmis ve beyin cerrahisine yonlendirilmisti. 3
(%3 ) olguda da okt spina bifida mevcuttu. Benzer galismalara
ait yapilan literatUr taramasinda genel kaninin izole sakral gamze
varliginda ileri tetkik yapiimasinin gerekmedigi yontinde oldugu
géraldu (1,3,5,6,10,11).

Sakral bolgede killanma artisinin diastematomyeli ile birlikteligi
bilinmektedir (6). McGovern ve ark. (3) 216 olgu Uzerinde
yaptigi arastrmada killanma artisi sikig %4, Henriques ve
ark. nn 144 cilt bulgusu saptanan olgu Uzerinde yaptid
prospektif ¢alismada ise bu oran %46 olarak bulunmustur. Bu
iki calismada da killanma artisina eslik eden diastematomyeli
saptanmamistir. GCalismamizda ise sadece killanma artigi siklig
%6 olarak saptanirken 1 hastada okult spina bifida, 1 hastada
gerilmis kord saptanmisti (3,12).

Literatlrde birden fazla cilt bulgusunun ayni anda bulunmasi
OSD agisindan daha anlaml kabul edilmektedir; McGovern
ve ark. birden c¢ok cilt bulgusu variginn OSD saptanmasi
acisindan tek bir cilt bulgusu varligindan 6 kat anlamli oldugunu
gostermiglerdir (3). Kriss ve ark.nin (5) calismasinda birden
¢ok cilt bulgusu varliginda OSD eslik etme sikligi %67 olarak
bulunmustur. Kompleks cilt bulgular iginde en sik goérilen
birliktelik sakral gamze ve killanma artisidir (3,13). Calismamizda
da saptanan tek birliktelik sakral gamze ve killanma artigi (%4)
olmakla birlikte literatirden farkli olarak birden ¢ok cilt bulgusu
saptanan hicbir hastaya OSD eglik etmiyordu. Bu durum birden
cok cilt bulgusu saptanan hasta sayimizin ¢ok az olmasindan
kaynaklaniyor olabilir.
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Lumbosakral kitle varld pek c¢ok calismada OSD igin
anlaml kabul edilmis ve mutlaka ileri tetkik Onerilmistir (5).
CGalismamizda da lumbosakral kitle 1 hastada (%1) saptanmis
ve meningomyelosel tanisi aimigtir. Fakat hasta sayimiz anlamli
bir sonu¢ elde edebilmek icin yeterli degildir.

Calismaya dahil edilen olgularin %2’sinde sakral sinis saptanmis
1 hastanin ultrasonografisi normal saptanirken, diger hastada
filum terminale Kisti izlenmis ve noérosirurji bolimunce izleme
alinmigti.

Yapilan ¢alismalarda ilging olarak sakral kitle ve sakral konjenital
skar nedeniyle OSD agisindan takipli olan hastalarin bir kisminin
ndrofibromatozis ve kUtandz mastositoz tanilarini  aldigini
g6rdlk, bu durumda cilt bulgularinin sadece OSD degil farkli
hastaliklar i¢in de birer belirte¢ olabilecegi sonucu ¢ikmaktadir
(14).

SONUG

Okdlt spinal disrafizm nadir de olsa toplumda gdrilen ve erken
tani konulmadiginda kalici sekellere neden olan bir hastalk
grubudur. Baz cilt bulgulan ile erken dénemde saptanmasi
mimkindir.  Ozellikle yenidogan bebeklerin  ayrintili  fizik
muayenesi bu bakimdan 6nem kazanmaktadir. Supheli cilt
bulgusu saptanan hastalarin ucuz ve noninvaziv bir gértinttleme
yontemi olan ultrasonografi ile de@erlendiriimesi klinik karar
verme surecinde klinisyene yol gosterici olacaktir. Calismamiz
Turkiye’den okdlt spinal disrafizme yoénelik yapilan ik calisma
olmakla birlikte ¢ok merkezli ve prospektif calismalarla bu
konunun desteklenmesi uygundur.
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