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Torakoamniyotik Sant Uygulamasi: Tersiyer Bir Merkezde 10 Vakanin G6zden Gegirilmesi
Thoracoamniotic Shunt Procedure: Review of 10 cases at a Tertiary Setting
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ABSTRACT

Aim: To review the perinatal outcome in fetal thoracoamniotic shunt procedures.

Material and Methods: Thoracoamniotic shunt-treated cases were screened retrospectively between 2008-2013. The current status of the parents of the newborn
was learned by phone interview.

Results: The study included 10 patients in whom thoracoamniotic shunt was inserted. Fetal diseases requiring thoracoamniotic shunt procedure were primary pleural
effusion in 9 (90%) cases and type 1 congenital cystic adenomatoid malformation (CCAM) in 1(10 %) case. In 2 cases (20%) the procedure was repeated due to
dislodgement of the shunt. Fetal loss was observed in 1 case after the procedure. 3 fetuses died in the neonatal period and infancy. There were four cases of preterm
delivery and 2 cases of fetal hydrops during follow-up. It was learned that neonate with CCAM had been operated at 1st week postpartum and there is currently no
additional problem. No complications occurred in the remaining cases in the newborn period.

Conclusion: Thoracoamniotic shunt procedure might have a positive influence on perinatal outcomes in fetuses with hydrothorax. Therefore, the family should be of-
fered this procedure as an intrauterine fetal treatment option in fetuses with hydrothorax.

Key Words: Fetal hydrothorax, thoracoamniotic shunt, perinatal outcome.

OZET

Amag: Torakoamniyotik sant uygulanan vakalarin gdzden gegirilmesi ve perinatal sonuglarinin degerlendiriimesi.

Gereg ve Yontemler: 2008-2013 yillarinda torakoamniyotik sant islem uygulanan vakalar retrospektif olarak tarandi. Yeni doganlarin gtincel durumlari ise ailelerden
sézel olarak égrenildi.

Bulgular: Calismaya torakoamniyotik sant uygulanan 10 vaka dahil edildi. islem dncesi 9 (%90) vakaya primer plevral efiizyon, 1(%10) vakaya ise tip 1 konjenital
kistik adenomatoid malformasyon 6n tanisi kondu. 2 vakada (%20) santin yerinden gikmasi nedeni ile tekrar torakoamniyotik sant uygulamasi yapild. islem sonrasi
fetal kayip 1 vakada izlendi. Neonatal ve infant ddnemde 3 vaka kaybedildi. islem sonrasi takipte 4 vakada preterm eylem ve dogum, 2 vakada ise fetal hidrops gelisti.
Konijenital kistik adenomatoid malformasyon saptanan olgunun postpartum 1. haftada opere edildigi ve su anda ek sorunu olmadigi 6grenildi. Diger olgularda yeni
doganlar ddneminde ve sonraki izlemlerinde ek komplikasyon saptanmadi.

Sonug: Fetal hidrotoraks varliginda torakoamniyotik sant uygulamasinin perinatal sonuglar tGizerine olumlu etkisi olmaktadir. Bu nedenle aileye intrauterin fetal tedavi
secenegi olarak sunulmalidir.

Anahtar Kelimeler: Fetal hidrotoraks, torakoamniyotik sant, perinatal sonug.
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Giris

izole fetal hidrotoraks son derece nadir bir durumdur ve 1/10.000 ile1/15.000
oraninda gériilmektedir(1). izole fetal hidrotoraks nedenleri arasinda, akcigerde
yer kaplayan kitleler énemli oranda morbidite ve mortaliteye neden olmaktadir
(2-3). Lezyonun boyutuna bagli olarak mediastinal shift, fetal hidrops, pulmoner
hipoplazi, 6zofagial basiya sekonder polihidramniyos ve preterm eylem geligebil-
mektedir (4). Akcigerde yer kaplayan kitle etyolojisi icerisinde primer ve sekonder
hidrotoraks ile konjenital kistik adenomatid malformasyon (KKAM) antenatal do-
nemde miidahale edilebilen lezyonlar olmasi nedeni ile dnemlidir.

Fetal akcigerdeki kistik lezyonlara miidahale etmek amaci igin torakosentez ilk
olarak 1982 yilinda 6nerilmistir (5). GUnimiizde torakosentez, fetal hidrotoraks
tedavisinden ziyade tanisal bir iglem olarak kabul edilmekte ve sadece dogum
dncesi neonatal resusitasyonu kolaylastirmasi nedeni ile yapiimasi 6nerilmekte-
dir (6). Segilmis, fetal hidrotoraks ve drenaj sonrasi hizla tekrarlayan makro kistik
KKAM vakalarina glincel yaklasim, torakoamniyotik sant (T$) ile intrauterin kalici
drenaj sadlanmasidir (7). Yazimizda, 5 yillik siiregte karsilastigimiz vakalara yap-
mig oldugumuz midahaleler ile iligkili klinik tecriibemiz, giincel literattr bilgileri ve
vakalarimizin perinatal sonuglari sunulmusgtur.

Gerec ve Yontemler
Hastanemiz perinatoloji kliniginde Ocak 2008 ve Agustos 2013 déneminde tani
alan ve tedavisi yapilan izole fetal hidrotoraks olgularinin bilgilerine ulasild. Has-
talarin tani konulan gebelik haftasi, sonografik tani ve ayrici tani igin yapilan test
sonuglari, TS islemi komplikasyonlari, antenatal takip bilgileri, dogum ve erken
neonatal perinatal sonug bilgilerine ulagildi. Galisma yapilmasi igin hastanemiz
Etik Kurul'undan onay alindl.

Torakoamniyotik sant prosediirii

TS uygulama iglemi ilk kez 1986 yilinda bildirilmigtir (8). islem éncesi ultrasonog-
rafi ile uygun giris bolgesi tespit edilmektedir. Bu alan fetal toraksa direkt olarak
ulasilabilecek, amnion mayisinin bulundugdu ve plasentanin bulunmadi§i bir yer
olmalidir. Sonrasinda cilt antisepsi ve analjezisi saglanmakta ve bistiiri yardimi ile
2-3 mm ¢apli bir cilt kesisi yapiimaktadir. Bu islem sonrasinda, dis ¢api 3 mm olan
ana trokar (de Elles Instruments, Coulsdon, Surrey, UK) bu kesiden igeri sokul-
maktadir. Fetal akcigerde uygun alana ulagildiktan sonra trokarin icerisinden ug
kisimlari helezon ve mikrodelikli olan silikondan yapilmis sant (dis ¢api, 0.21 mm;

Tablo 1: TS uygulanan vakalarin sonuglar

ic capt, 0.15 mm) iceri sokulmaktadir (Cook Medical, Spencer, Indiana, USA).
Santin i¢ ucu fetal akcigerde, dis ucu ise amnionda olacak sekilde yerlestirilerek
isleme son verilmektedir.

islem éncesi hastalara profilaktik antibiyotik uygulamas! ile tokolitik amagl rektal
indometazin verildi. 24 hafta (istii ve 34 hafta alti olan vakalarda fetal akciger
maturasyonunu hizlandirmasi amaci ile 12 mg betametazon uygulamasi yapildi.

Bulgular

Calismaya 10 vaka dahil edildi. Sonuglar Tablo 1'de sunuldu. TS uygulama hafta-
si ortalama 24. Hafta ( en erken 20, en geg ise 32). islem éncesi 9 (%90) vakaya
primer plevral eflizyon, 1(%10) vakaya ise makro kistik KKAM &n tanisi kondu.
Lezyon 5 (%50) vakada sagda, 3 (%30) vakada solda, 2 (%20) vakada ise bi-
lateral tespit edildi. Sadece 1 (%10) vakada tani aninda polihidramniyos tespit
edildi. Vakalarin hepsinin karyotipi normal bulundu ve ayrici tani testlerinde ek
anormallik tespit edilemedi.

Bilateral olan 2 vakaya iki farkli seansta her iki tarafa TS uygulamasi yapildi.
Diger 8 vakaya tek TS uygulamasi yapildi. 2 vakada (%20) santin yerinden ¢ik-
masli nedeni ile tekrar TS uygulamasi yapildi. 21. haftada TS uygulamasi yapilan
vakada islem sonrasi ilk 24 saatte intrauterin kayip gerceklesti ve 440 gram exi-
tus fetlis dogurtuldu. Antenatal dénemde 3 vakada ek komplikasyon gelismedi.
4 vakada preterm eylem ve dogum, 2 vakada ise fetal hidrops gelisti. Erken ne-
onatal dénemde 2 (%22.2) vakada 8lim gerceklesti. Mortalite gelisen olgulardan
ilki, antenatal dénemde tek tarafli plevral efiizyonu olan, sant sonrasi yerinden
kayma nedeni ile ikinci kez sant takilan ve izlemde fetal hidrops gelisen vaka idi.
Bu olguda gebeliginin 31. haftasinda fetal distres nedeni ile 2100 gram bebek
dogurtuldu ve erken yenidogan déneminde solunum ve kalp yetmezIigi nedeni ile
mortalite gelisti. Ikinci vaka 30. haftada bilateral hidrotoraks ve polihidramniyosu
saptanan vaka idi. islemden bir hafta sonra preterm eylem nedeni ile dogumu
meydana geldi. 1250 gram dogan bebek postpartum 2. glininde solunum ve
kalp yetmezligi nedeni ile kaybedildi. Makrokistik KKAM saptanan olgu postpar-
tum 1. haftada opere edildi. Su anda 2 yasinda ve ek bir sorunu yok. 23. haftada
TS uygulanan, 2 hafta sonra santin yerinden ¢ikmasi nedeni ile tekrar TS uygu-
lanan ve gebeligi 28. haftada preterm dogum ile sonlanan vaka ise postpartum
178. Giinde oldu. Oliim nedeni olarak prematiirite, solunum yetmezlii ve sepsis
disiinuldd. Diger olgularda yeni doganlar ddneminde ve sonraki izlemlerinde ek
komplikasyon saptanmadi.

Vaka no Tani On tani Esik eden Sant Antenatal Dogum haftasi Dogum Neonatal ve infant
haftasi anomali/durum | komplikasyonu | komplikasyon agirhigi(gram) ddénmede 6liim
1. 20  |Tek tarafli hidrotoraks(sol) yok Var (yerinden Hidrops 31 2100 Postpartum1. giin
¢tkma) Polihidroamnios
2. 21 Tek tarafl yok yok Preterm eylem 34 2340 n
hidrotoraks(sag)
3. 23 |Tek tarafli hidrotoraks(sol) yok Var (yerinde Preterm eylem 28 1100 Postpartum 178. giin
¢tkma)
4, 24 KKAM tip 1(sag) yok yok Yok 38 3410 n
5. 21 | Tek tarafli hidrotoraks(sol) yok yok Fetal kayip 21 440 intrauterin fetal kayip
6. 24 Tek tarafli hidrotoraks yok yok Hidrops 37 2740 n
(sagd) Polihidroamnios
7. 30 Bilateral hidrotoraks | Polihidroamnios yok Preterm dogum 32 1250 Postpartum 2. gin
8. 32 Tek tarafli hidrotoraks yok yok Yok 36 3100 n
(sag)
9. 26 Tek tarafli hidrotoraks yok yok Yok 37 2950 n
(sag)
10. 30 Bilateral hidrotoraks yok yok Preterm eylem 34 2010 n

TS: Torakoamniyotik sant (TS), n:Normal, KKAM; konjenital kistik adenomatoid malformasyon,
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Tartisma
izole fetal hidrotoraks 1/10.000 ile1/15.000 oraninda bildirilen nadir bir sorundur
(1). Fetal hidrotoraks gelisiminde en olasi fizyopatolojik mekanizmanin konjenital
lenfatik obstriiksiyon oldugu disiiniimektedir (3,4,9). Lezyon siklikla tek taraflidir
ve varliginda klinik sonuglari tahmin etmek oldukga guctiir. Genelde ikinci trimes-
terde gdriilmektedir, nonhidropik ve siddetli olmayan durumlarda siklikla kendili-
ginden gerileyebilir (9). Ancak siddetli vakalarda pulmoner hipoplazi, mediastinal
sifte sekonder polihidramniyos ve hidropsa neden olabilir (3,4) .
Antenatal dénemde hidrotoraks tanisi konulan vakalarda primer ve sekonder
ayrimina gidilmelidir. Sekonder hidrotoraks siklikla non immtin hidropsun bir par-
casi olarak karsimiza ¢ikmaktadir (10). Bu durumun altindan ise siklikla kardiyak
yapisal anomaliler ve aritmi ¢cikmaktadir (7). Ayrica bu vakalarda %25 oraninda
sistemik malformasyon ve %7-12 oraninda kromozomal anormallik ile karsilagi-
labilmektedir (7,10). Bu nedenle antenatal ddnemde fetal hidrotoraks saptanan
hastalarda etyolojik nedenlerin ve fetal hidrops varliginin saptanmasi progno-
zun belirlenmesinde ve hastanin yénetiminde dnemli rol oynamaktadir. Bunun
icin &nerilen test ve incelemeleri tablo 2'de verilmistir (11). Sundugumuz seride
vakalarin 9'unda (%90) primer hidrotoraks, 1'inde (%10) ise makrokistik KKAM
saptanmigtir.
Hidrotoraks olgularinda kalict TS prosediuiril ilk kez 1986 yilinda Seeds ve Bowes
tarafindan tarif edilmistir(8). TS islemi uygulanan gebeliklerde neonatal sonuglar
Uzerine olan olumlu etkisi daha énceki calismalarda bildirilmistir (6-10). Ancak
islemin kendisine bagli intrauterin fetal kayip olasiligi farkli ¢alismalarda %16-38
oraninda bildirilmistir (12-14). Sundugumuz seride 1 (%10) olguda islem sonrasi
intrauterin fetal 81im olmusgtur. Ek olarak preterm eylem, erken membran rliptU-
ril, koryoamnionit ve koryoamniotik seperasyon isleme bagl bildirilen diger olasi
komplikasyonlardir (13,14). Sundugumuz seride 5 (%50) olguda preterm eylem
nedeni ile dogum meydana gelmistir.
On tani sonrasi, TS igleminin uygulanmas! icin efiizyonun saptandigji gestasyonel
hafta, eflizyonun hizli ilerlemesi veya gerilemesi ve hidropsun eslik edip etmeme-
si 6nemlidir. Eflizyonun fetal akcigerde %50'den az yer kaplamasi, mediastinal
sifte neden olmamasi, haftalik takiplerde gerilemesi durumunda haftalik sonog-
rafik takibe devam edilmesi genel kabuldir (9,14). Ancak bu konuda farkli yakla-
simlar da vardir. Glinkii hidrops veya polihidramniyos gelistikten sonra TS yapilan
vakalarda fetal ve neonatal kayip orani daha ylksek bildirilmistir (4).
Sundugumuz seride erken neonatal 6lim gerceklesen iki olgu bulunmaktadir. Bu
iki olguda da hidrotoraks 2. trimester basinda gelismisti. Otopsi sonucunda her
iki olguda da ek anomali saptanmadi ve 6liim nedeni ilk olguda siddetli pulmoner
hipoplazi, ikinci olguda ise siddetli pulmoner hipoplazi ve kalp yetmezIigi idi. Bu
olgulardan detayli olarak yazinin dnceki b6liminde bahsedilmistir. Kaybedilen ilk
vakada tani haftasinin erken olmasi, islemin basarisiz olmasi ve preterm eyle-
min meydana gelmesi fetal kaybin olasi nedenleridir ve bu durum énceki literatlr
verilerinde fetal kaybin nedenleri ile értiismektedir (12-14). ikinci vakada ise tani
zamaninda polihidramniyosun gelismis olmasi, bilateral hidrotoraks olmasi, bu
vakalarda siddetli pulmoner hipoplazi ve mediastinal siftin bulgusu olarak kabul
edilmektedir. Ek olarak preterm dogmus olmasi bir diger neden olabilir. Vakalar
icerisinde term dénemde dogan vakalarda kayip olmamistir.
Hidrops gelismis vakalarda kateter uygulamasinin klinik sonuglar tizerine olumlu
etkisi tartismalidir (13,14). Kligimizde ileri derece hidrops gelismis vakalarda sant
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uygulamasi yapmamaktayiz, sadece term veya terme yakin gebelik haftalarinda
dogum dncesi neonatal resusitasyonu kolaylastirmasi amaci ile bosaltici torako-
sentez yapmaktayiz.

Tablo 2: Fetal hidrotoraks varliginda dnerilen test ve incelemeler

Fetal
ileri diizey fetal anomali taramas

Maternal

Tam kan sayimi
Kleihauer Betke testi Fetal ekokardiyografi
Kan grubu ve Rh tayini Karyotip tayini
Hemoglobin elektroforezi Sitomegaloviriis, toksoplasma, parvo virus

TORCH/parvo virus/sifiliz taramasi

TORCH: Toksoplasma, Rubella, Cytomegalovirus, Herpes.

Primer hidrotoraks ile iligkili en sik neden KKAM'dir. Hastali§in sikligi 25 000
ila35 000 canli dogumda birdir (15). KKAM, terminal respiratuar brongiollerdeki
anormal biiylimeye sekonder gelisen ve 1 mm’den 10 cm’ye kadar degisik capta
olabilen kistik kitlelere neden olan bir durumdur (16). Sonografik olarak mikrokis-
tik ve makrokistik olarak iki gruba ayrilir (17). Sadece makrokistik tipte antenatal
dénemde cerrahi miidahale mimkiinddr. Literatiirde hidrops gelismeyen KKAM
olgularinda neonatal sonu¢ son derece iyi olarak bildirilmistir (18). Klinigimizde
makrokistik KKAM varli§inda ilk olarak bosaltici torakosentez islemi yapmaktayiz.
Takip ettigimiz KKAM olgularindan sadece birinde hidrotoraksin erken dénemde
tekrarlamasi nedeni ile TS uygulamasi yapildi. Bu olguda postpartum ek morbidi-
te ve mortalite olmamigtir.

TS uygulamasinda en sik kullanilan sant ¢ift kivrimli kataterdir (8). Biz de klinik
olarak bu kateteri kullanmaktayiz. Ancak farkli kateter uygulamasi yapan klinik-
lerde vardir (12,13). Yeni bir kateter tipi olan double basket kateter uygulamasinin
daha az invaziv oldugu ve daha az yerinden ¢iktigi, ancak daha sik tikandigi bildi-
rilmistir (19). Su anda hangi kateterin daha uygun oldugunu arastiran randomize
kontrolli ¢alisma bulunmamaktadir.

TS uygulanmig vakada en olasi beklenen komplikasyon kateterin calismamasidir
(10). Bu durum santin yerinden ¢ikmasi veya olasi kanamaya sekonder gelisen
trombds ile tikanmasidir. Bu durumda iglemin tekrarlanmasi gerekmektedir. Sun-
dugumuz seride iki (%20) vakada sant tekrarlamasi yapilmigtir, bununda nedeni
santin yerinden ¢ikmasidir.

TS uygulanan vakalarin doum zamani ve sekli konusunda kesin bir fikir birligi-
yoktur. Ancak genel kabul 34-35. gestasyonel haftadan sonra dogum yapilabile-
cegi seklindedir (20). Ek olarak dogum sonrasi gerekli miidahalenin yapilabilece-
§i yeni dogan ekibi ve ekipmanin hazir olmasi gerekmektedir.

Giniimiizde prenatal ddnemde artan oranda tespit edilen fetal hidrotoraks vaka-
larinin yeterli ayirici tanisi ve yénetimi son derece énemlidir. Tani sonrasi vaka-
larin TS isleminin yapildi§i merkezlere yénlendirilmesi ve dogumun da yenidogan
yogun bakim hizmeti verilen merkezde olmasinin saglanmasi gerekmektedir.
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