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Konjenital Silotoraksa Bagli Non-immiin
Hidrops Fetalisli Prematiire Yenidoganda
Oktreotid Tedavisinin Etkinligi

Efficiency of Octreotide Therapy in a Premature
Newborn with Non-immune Hydrops Fetalis
Caused by Congenital Chylothorax: Case Report

OZET Silotoraks, plevral boslukta lenfatik stvinin anormal birikimi olarak tanimlanmaktadir ve ye-
nidoganlarda solunum sikintisinin nadir bir nedenidir. Bu ¢alismada, konjenital silotoraksa bagh
non-immiin hidrops fetalisi olan ve orta zincirli yag asidinden zengin formiil mama ile beslenme ve
oktreotid infiizyonu ile tedavi edilen ge¢ prematiire bir erkek bebek sunulmustur. Oncelikle has-
tamiz, ciddi solunum sikintis1 nedeni ile mekanik ventilasyon ve bilateral gogiis tiipti takilarak te-
davi edildi. Bununla birlikte, enteral beslenme baglandiktan sonra plevral efiizyonun tekrarlamas:
tizerine yapilan plevral s1v1 incelemesinde silotoraks tanisi konuldu. Hastamizdaki silotoraks, orta
zincirli yag asidinden zengin formiil mama ile beslenme ve lenfatik siv1 iiretimini azaltabilen uzun
etkili somatostatin analogu olan oktreotid infiizyonu ile diizeldi. Oktreotid tedavisi ve orta zincirli
yag asitlerinden zengin beslenme, gogiis tiipiiniin tekrar takilmasi veya cerrahi diizeltme gibi invaziv
islemlerin gereksinimini azaltabilir.

Anahtar Kelimeler: Silotoraks; hidrops fetalis; bebek, prematiir; oktreotid

ABSTRACT Chylothorax is described as abnormal accumulation of lymphatic fluid in the pleural
space and is a rare respiratory distress reason in neonates. In this report, a male infant with non-
immune hydrops fetalis caused by congenital chylothorax was reported that improved after the ad-
ministration of enteral feeding with a medium-chain-triglyceride enriched formula and octreotide
infusion. He was initially treated with mechanic ventilation and bilateral chest tube insertion due
to severe respiratory distress. However, the pleural effusion reoccurred after enteral feeding was ini-
tiated. The examination of pleural fluid showed as chylothorax. Chylothorax was treated with oc-
treotide, a long-acting somatostatin analog that can reduce lymphatic fluid production, infusion
and enteral feeding with a medium-chain-triglyceride enriched formula. Octreotide therapy and en-
teral feeding with a medium-chain-triglyceride enriched formula may decrease the requirement of
invasive procedures, such as reinsertion of chest tubes or surgery.
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levral boslukta lenfatik sivinin toplanmasi ile karakterize bir durum
olan silotoraks, yenidoganlarda solunum sikintisinin nadir bir nede-
nidir. Silotoraks; konjenital veya edinsel, tek veya ¢ift tarafli olabilir.
Konjenital silotoraks insidansi 1:7300-10 000 olarak bildirilmistir.! Siloto-
raks; kardiyotorasik cerrahi sirasinda duktus torasikusun yaralanmasi,
dogum travmasi, konjenital pulmoner lenfanjiektazi, kistik higroma, biiyiik
damarlarin trombozu, Trizomi 21, Turner ve Noonan sendromu gibi kro-
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mozomal bozukluklarda goriilebilir.** Ancak bir-
¢ok olguda etiyoloji idiyopatiktir. Bu olgularda
duktus torasikusun anormal geligsiminin silotoraksa
neden olduguna inanilmaktadir.® Bu olgu sunu-
munda; antenatal donemde non-immtin hidrops fe-
talis tanis1 konulan ve etiyolojisinde konjenital
silotoraks saptanan, ge¢ prematiire bir yenidogan
bebegin oktreotid infiizyonu ile basarili bir sekilde
tedavisi rapor edilmistir. Bu olgu dolayisi ile kon-
jenital silotoraksta oktreotid tedavisinin tekrarla-
yan bosaltici torasentez, gogiis tiipii takilmasi ve
cerrahi gereksinim gibi invaziv girigsimleri azaltila-
bilecegi vurgulanmak istenmistir.

OLGU SUNUMU

Antenatal non-immiin hidrops fetalis tanisiyla ta-
kipli hasta 35 haftalik gebeligi takiben 2470 gram
(50 persentil) agirliginda, sezaryen ile dogurtuldu.
birinci ve besinci dakika Apgar skoru 5 ve 7 idi. in-
trauterin 34. haftada bilateral plevral efiizyonu ta-
nimlanan hastanin fizik muayenesinde takipne,
inleme, retraksiyon, akciger seslerinde azalma ve
kalp seslerinin derinden duyulmas: gibi, patolojik
bulgular saptandi. Dismorfik yiiz gériiniimii yoktu.
Hastaya dogum sonrasi torasentez yapild: ve bila-
teral gogiis tiipi takilarak drenaja alindi. Solunum
yetmezligi nedeniyle mekanik ventilasyon uygula-
nan hastaya total parenteral beslenme (TPN) des-
tegi baglandi. Torasentez sonras: ¢ekilen akciger
grafisinde respiratuar distres sendromu bulgular:
olan hastaya 100 mg/kg surfaktan endotrakeal yol-
dan uygulandi. Yatisinin ikinci giiniinde hasta
ekstiibe edildi. Cekilen ekokardiyografide peri-
kardiyal mayi ve konjenital kalp defekti saptan-
madi. Torasentez sivisinda hiicre goriilmedi ve
biyokimyasal analizleri transuda vasfinda idi. Plev-
ral sivi Gram boyamasinda bakteri goriilmedi ve
kiiltiiriinde ireme olmad:. Postnatal beginci giinde
gogiis tiiplinden drenaji olmayan hastanin gogis
tiipleri ¢ekildi. Altinci giin hastaya anne siiti ile
enteral beslenme baglandi ve kademeli olarak art-
tirilarak kisa siirede parenteral mayi destegi kesildi.

Anne siitii ile beslenmeye baglandiktan 10 giin
sonra hastada yeniden solunum sikintis: gelisti ve
cekilen akciger grafisinde tekrar bilateral plevral
efiizyon ile uyumlu goriiniim saptand: (Resim 1).
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RESIM 1: Akciger grafisinde bilateral plevral efiizyon ile uyumlu gdrintim.

RESIM 2: Plevral sivinin siléz gériinimd.
(Renkli hali igin Bkz. http://www.turkiyeklinikleri.com/journal/pediatri-dergisi/1300-0381/)

Bunun {izerine yapilan toraks ultrasonografisinde
sagda 34 mm, solda 38 mm’ye kadar ulasan mayi
saptandi. Bu dénemde takipneik olmasi ve genel
durumunun bozulmas: nedeniyle enteral beslen-
mesi kesilerek tekrar TPN destegi baglandi. Hastaya
iki tarafl1 torasentez yapild1 ve yeniden gogiis tiipii
takildi. Alinan plevral sivi 5iléz goriintimde idi
(Resim 2). Plevral sivinin dansitesi 1015 ve pH’s1 7
idi. Hiicre sayimi 12 400 16kosit/mm? (%100 lenfo-
sit) seklinde idi. Plevral s1vida kolesterol: 25 mg/dL,
trigliserid: 1,171 mg/dL, kolesterol/trigliserid: 0,02,
glukoz: 23 mg/dL, LDH: 65 U/L, total protein: 0,97
g/dL, albumin: 0,91 g/dL olarak saptandi. Sivinin
sitolojik incelemesinde lenfosit goriildii ancak
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Sudan-III ile boyama yapilamadi. Plevral sivi Gram
boyamasinda bakteri goriillmedi ve kiiltlirinde
tireme olmadi.

Konjenital silotoraks olarak kabul edilen ol-
guya 1 pcg/kg/saat dozunda intravendz oktreotid
inflizyonu baglandi. Beslenmesi orta zincirli yag
asitlerinden zengin diyetle saglandi. Oktreotid in-
flizyonu toraks ultrasonografileri ve akciger grafi-
leri ile yapilan takiplere goére tedricen arttirilarak
5 pcg/kg/saate kadar ¢ikildi. Oktreotid tedavisinin
21. gliniinde plevral sivinin kayboldugu tespit edi-
lince, tedavi kademeli olarak azaltilmaya bagland:
ve alt1 giinde kesildi. Tedavi boyunca okretotide
bagli yan etki gozlenmedi. Taburcu edilen hastanin
takiplerinde plevral efizyon tekrarlamadi. Hasta-
nin kromozom analizi normaldi.

I TARTISMA

Yenidogan déneminde plevral efiizyon solunum
sikintisinin nadir nedenlerinden biridir. Yenido-
ganlarda plevral efiizyonun en sik nedeni ise si-
lotorakstir.>

Silotoraks tanisi i¢in; plevral mayide hiicre sa-
y1s1 >1000/pL, lenfosit fraksiyonu >%80 ve triglise-
rid diizeyinin >1,1 mmol/l (110 mg/dL) olmas:
gerekir.® Enteral yag alimi olmayan bebeklerde
siloz ve non-sil6z efiizyon ayiriminmi yapmak zor-
dur. Ozellikle yenidogan bebeklerde silotoraks ta-
nis1 koymak icin agizdan az da olsa yag alimi
gerekmektedir.® Ayrica enteral beslenmeyen has-
talardan alinan 6rneklerde lenfosit varlig1 ve glu-
koz seviyesinin disikligi tanida yardimci
olabilmektedir. Bizim olgumuzda ilk plevral siv1
ornegi hasta enteral beslenmeden 6nce alindig:
icin silotoraks lehine bir bulguya rastlanilmamis-
tir. Ancak enteral beslenme sonrasi gelisen efiiz-
yondan vyapilan incelemelerde; l6kosit sayisi
12 400/mm3, %100 lenfosit fraksiyonu ve trigliserid
diizeyi 1,171 mg/dL saptandig1 i¢in silotoraks tanisi
konulmustur. Sudan-III ile yapilan boyamada silo-
mikronlarin saptanmasi tani i¢in dnemli olabilir.
Ancak bizim hastamizda boyama yapilamada.

Konjenital silotoraks, non-immiin hidrops fe-
talisin nadir bir nedenidir. Abrams ve ark.nin ya-
yimladig1 genis kapsamli bir ¢aligmada, hidrops
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fetaliste konjenital silotoraks orani %3,2 olarak
rapor edilmistir.” Konjenital silotoraksa bagh non-
immiin hidrops fetalis gelisen olgularda diger ne-
denlere bagh hidrops fetalise gore mortalite orani
daha diisiiktiir ve bu hastalarda silotoraks bilateral
olma egilimindedir.” Bizim hastamiz da hidrops fe-
talis bulgular:1 tasiyordu ve dogumda bilateral
plevral efiizyona bagli ciddi solunum yetmezligi
ve cilt 6demi mevcuttu. Bu nedenle dogum oda-
sinda bilateral gogiis tiipii takilarak drenaja alinda.
Hastaya mekanik ventilasyon ile solunum destegi
saglanda.

Genel olarak tedavi; prenatal torasentez ve
torakoamniyotik sant yerlestirilmesi, plorodezis,
postnatal s1v1 drenaji, solunum, kardiyovaskiiler ve
hemodinamik destek, TPN ve orta zincirli yag
asitlerinden zengin beslenmeyi i¢ermektedir.?®
Konservatif tedaviye yanit alinamayan olgularda
cerrahi tedavi uygulanmaktadir.

Prenatal torasentez, uygulamadan sonra plev-
ral sivinin 24-48 saat iginde tekrar birikmesi, tek-
rarlayan girisimler gerektirmesi ve bu tekrarlanan
girisimlerin disiik veya prematiir doguma yol ac-
masi nedeni ile artik 6nerilmemektedir.” Diger bir
antenatal tedavi secenegi ise torakoamniyotik sant
yerlestirilmesidir ve bunun i¢in hastanin klinik du-
rumu ve gestasyon yasina gore karar verilmelidir.!
Otuz dordiincii gestasyon haftasindan sonra tani
konulan olgularin dogurtulmasi ve postnatal siv1
drenajinin yapilmas: onerilirken, 34. gestasyon
haftasindan 6nce tani konulan ve progresyon gos-
teren veya hidrops fetalis gelisen olgulara torako-
amniyotik sant yerlegtirilmesi 6nerilmektedir.'
Uygun sekilde degerlendirilmis ve se¢ilmis olgu-
lara torakoamniyotik sant yerlestirilmesi, hidrops
fetalisin gerilemesini saglayabilmekte, pulmoner
hipoplazi ve intrauterin 6lim gibi komplikasyon-
lar1 6nleyebilmektedir.! Ancak santin yerlestiril-
mesinde basarisizlik, intratorasik damarlarda ve
organlarda yaralanma, santta tikaniklik, kateterin
plevral veya amniyotik bosluga yer degistirmesi
gibi komplikasyonlar1 mevcuttur. Bizim olgumuza
tan1 intrauterin 34. haftada konuldugu i¢in sant
gerek goriilmemis ve bebek dogduktan sonra plev-
ral s1v1 drenaj1 uygulanmistir.
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Plorodezis; konjenital silotoraks, tekrarlayan
plevral efiizyon veya pnomotoraksta uygulanan
plevral yapraklarin birlegtirilmesi iglemidir. Bunun
i¢in minosiklin, povidon-iyot, OK-432 gibi kimya-
sal maddeler kullanilabilecegi gibi, otolog kan kul-
lanilarak da plorodezis uygulanabilmektedir.>!!
Konjenital silotoraksta antenatal veya postnatal do-
nemde uygulanabildigi gibi, primer veya sekonder
tedavi secenegi olarak da uygulanabilmektedir.
Plorodezisin torakoamniyotik santa gore teknik
olarak daha basit bir uygulama olmasi, uygulama
sirasinda fetal hareketlerden daha az etkilenmesi,
plasentanin pozisyonundan etkilenmemesi, fetiisiin
uterus duvarindan mesafeli durma gereksiniminin
daha az olmasi, kullanilan igne boyutunun daha
kiiciik olmasi gibi avantajlar1 mevcuttur.

Orta zincirli yag asitlerinden zengin formiil
mama ile beslenme silotoraks tedavisinde 6nemli
bir yer tutmaktadir. Orta zincirli yag asitleri,
intestinal lenfatik sisteme karigmadan portal ven
aracihif ile direkt emilmektedir. Boylece duktus to-
rasikusa $il6z sivinin akimi azalarak §il6z sizint1 ala-
ninin spontan kapanmasi saglanmaktadir. Ancak
baz1 yazarlar, plevral efiizyon azalarak bebek kar-
diyopulmoner acgidan stabil oluncaya kadar enteral
beslenmenin kesilerek TPN ile beslenilmesini ve
stabil olunca da orta zincirli yag asitlerinden zengin
formiil mama ile beslenmeye gecilmesinin en
uygun yaklagim oldugunu iddia etmektedirler.'?
Ancak enteral beslenme baglandiktan sonra plev-
ral stvinin tekrar birikimi agisindan hastanin ultra-
sonografi veya gogiis tiipiinden drene olan sivi
miktar1 ile yakin takibi gerekmektedir.”® Olgu-
muzda konjenital silotoraks tanis1 konuldugunda
kardiyopulmoner agidan durumunun stabil olma-
mas1 nedeniyle baslangicta TPN verilmis ve du-
rumu stabil hale geldikten sonra da okreotid
infiizyonu ile birlikte orta zincirli yag asitlerinden
zengin formiil mama ile beslenmeye gecilmistir.
Plevral siv1 diizeldikten sonra anne siitii ile beslen-
meye tekrar baglanmis ve takibinde hastada siloto-
raks tekrarlamamistir.

Oktreotid, uzun etkili somatostatin analogu-
dur. Splanik damarlarda somatostatin reseptorle-
rine baglanarak vazokonstriiksiyon yapmakta,
gastrointestinal motilite, mide, pankreas ve safra
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asit sekresyonunu azaltmaktadir. Bu da barsaklar-
dan yag absorbsiyonunu ve duktus torasikusta len-
fatik akimi azaltmaktadir.'

Oktreotid, konjenital silotoraksli term ve pre-
term bebeklerde tedavi segenegi olarak kullanilmig
ve basarili sonuclar alinmigtir. Bulbul ve ark., kon-
servatif tedaviye yanit alinamayan silotoraksl term
bir bebekte 10 pcg/kg/saat hizinda intravenéz ok-
treotid infiizyonu ile basarili sonug elde edildigini
rapor etmiglerdir.’® Foo ve ark. ise bilateral siloto-
raksi olan 35 haftalik prematiire bir bebege subkii-
tan oktreotid 16 ug/kg/giin dozunda baglamislar ve
dozu 48 ug/kg/giin’e kadar artirmiglar ve yedi giin-
likk tedavi ile iyilesme saglandigim bildirmiglerdir."
Bizim hastamizda, oktreotid tedavisine intravenoz
inflizyon seklinde 1 pg/kg/saat dozunda baglandi ve
ultrasonografik takiplerle plevral efiizyonun duru-
muna gore 5 pg/kg/saate kadar kademeli arttirild1.
5 pg/kg/saat dozuna ¢ikildiktan iki giin sonra yapi-
lan ultrasonografide plevral sivinin tamamen kay-
boldugu gozlendi ve oktreotid tedavisi kademeli
olarak bes giin i¢inde azaltilarak kesildi.

Oktreotid tedavisinin baslica yan etkileri
kramp, mide gazinda artig, diyare, nekrotizan en-
terokolit, hiperglisemi, gecici hipotiroidi ve kara-
ciger disfonksiyonudur.'® Yan etkiler genellikle
vazokonstriiktif ve antisekretuar etkisinden kay-
naklanmaktadir. Oktreotid, vazokonstriiksiyona
bagli pulmoner vaskiiler direnci artirabileceginden
persistan pulmoner hipertansiyonu olan bebek-

lerde kullanimindan kaginilmalidir.!”18

Toplamda 27 giin boyunca oktreotid tedavisi
uygulanan hastada, okreotide bagli herhangi bir
yan etki gézlenmedi. Hastanin takiplerinde alt1
aylik siire icerisinde tekrar plevral siv1 birikimi sap-
tanmada.

Silotoraksta konservatif tedavi ile bagar1 orani
%80-100’diir ve cerrahi tedavi gereksinimi nadir-
dir.”? Bes hafta ge¢mesine ragmen hélen konser-
vatif tedaviye yanit alinamayan veya uzun zincirli
yag asitleri ile beslenme baglandiktan sonra tekrar
silotoraks gelisen hastalarda cerrahi tedavi endi-
kasyonu vardir.? Cerrahi tedavi ile duktus torasi-
kustaki kii¢iik kacaklar tamir edilebilir. Lokalize
duktus torasikus problemi saptanmayan hastalarda

Turkiye Klinikleri ] Pediatr 2014;23(2)
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plevrektomi, plevroperitoneal sant uygulamasi cegi, erken tani ve etkin tedavinin invaziv girisim

diger cerrahi tedavi secenekleridir.

Sonug olarak; olgumuzdaki uygulamalar ve az

cases reported to a large national database
and identification of risk factors associated
with death. Pediatrics 2007;120(1):84-9.
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sayidaki literatiir verilerinden hareketle, neonatal
donemde silotoraksin oktreotid ve diyet tedavisi

riskini, morbidite ve mortaliteyi azaltabilecegi dii-

genital chylothorax in a late preterm infant and
successful treatment with octreotide. Pediatr
Neonatol 2011;52(5):297-301.

stiniilmektedir. Ancak bu konuda randomize kont-
rolli ¢aligmalarin olmamasi nedeni ile oktreotid
tedavisinin hélen rutin kullanimi 6nerilmemekte-

ile etkili ve giivenilir bir sekilde tedavi edilebile-  dir.
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