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Mandibular Lezyonun Fark Edilmesiyle Ilk Tanisi Konan Polyostotik Eozinofilik

Graniiloma

Polyostotic Eosinophilic Granuloma, Diagnosed by Recognition of Mandibular

Lesion

Eozinofilik Graniilomada Taninin Onemi

Metehan Keskin*

OZET

Olgu: 27 yasinda, sistemik olarak saglikli, erkek has-
ta sag alt ¢ene dislerinde mobilite ve agiz kokusu sika-
yetleri ile klinigimize basvurdu. Klinik ve histopatolojik
incelemeler ile mandibular sag posterior lezyona eozino-
filik graniilom (EG) tanisit konuldu. Béylece, daha ileri
arastirmalar femoral, vertebral ve pulmoner lezyonlart
ortaya ¢ikardt.

Sonug: Ilk bulgularim ¢enelerde gisteren bir EG,
dis hekimleri tarafindan teshis edilebilir Cenelerdeki
EG vakalar: ¢oklu doku ve organ tutulumu ac¢isindan in-
celenmelidir. Dogru teshis, uygun tedavi planlamasi ve
komplikasyonlarin onlenmesi olduk¢a onemlidir.

Anahtar Kelimeler: Langerhans hiicreli histiyositoz, histi-
yositozis x;, mandibula

ABSTRACT

Case: A 27-year-old systemically healthy male
patient was admitted to our clinic with complaints
of mobility of the teeth of the right lower jaw and bad
breath. As a result of clinical and histopathological
examination, the mandibular right posterior lesion
was diagnosed as eosinophilic granuloma (EG). Thus,
further investigations revealed femoral, vertebral, and
pulmonary lesions.

Conclusion: An EG showing its initial findings in
the jaws can be diagnosed by dentists. EG cases in the
Jaws should be examined for multiple tissue and organ
involvement. Accurate diagnosis is very important
for appropriate treatment planning and prevention of
complications.

Keywords: Langerhans cell histiocytosis; histiocytosis x;
mandible
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Keskin

Giris

Langerhans hiicreli histiyositoz (LHH),
anormal proliferasyon gdsteren Langerhans
hiicrelerinin ¢esitli doku ve organlarda birikimi
ile karakterize, bir hastalik grubudur. Iyi huylu
kemik tiimorlerinin %1’ ini olustururlar. LHH in
3 farkli alt tipi vardir. Bunlar; Eozinofilik
graniiloma (EG), Hand-Schiiller-Christian
hastalig1 ve Letterer-Siwe hastaligidir.!")

LHH’nin %65 oranla en sik goriilen formu
EG’lardir. EG’lar, kemigi tutan benign lezyon-
lardir. Monostotik ya da polyostotik olabilecegi
gibi monostotik karakterde baglayip polyosto-
tik karaktere farklilasabilirler. Cogunlukla ¢o-
cuklar1 ve geng erigkinleri etkiler ve erkeklerde
daha sik rastlanir. En sik kranial kemiklerde
goriliir.® Hastalarda %7-15 oraninda vertebra
tutulumu vardir.® Klinik olarak EG’lar asemp-
tomatik olabilirler veya lokalize agr1 seklinde
semptom verebilirler.®

EG’nin ilk bulgusu ¢ene lezyonlar1 olabilir.
Radyolojik olarak genellikle diizensiz sinirli,
litik ve zayif sinirhidir. Ancak lezyonunun lo-
kalizasyonuna ve hastaligin evresine gore farkl
radyografik goriintiiler de olusabilir.?)

LHH grubu diger hastaliklarda oldugu gibi
EG’nin da histopatolojik incelemesinde ¢o-
gunlukla cift niikleuslu, bazofilik sitoplazmali
langerhans histiyositler izlenir. Elektron mik-
roskobunda ‘’Birbeck Graniilleri” nin goriil-
mesi LHH grubu hastaliklar i¢in patognomonik
kabul edilir. Literatiirde EG tedavisi hakkinda
bir fikir birligi yoktur.®

Bu vaka raporunda, ilk bulguyu mandibular
yerlesimli bir lezyonunun verdigi polyostotik
EG vakasinin tani ve tedavi plani anlatilmak-
tadir.

Olgu Sunumu

27 yasinda, sistemik saglikli erkek hasta
sag alt cene dislerinde mobilite ve agiz koku-
su sikayeti ile Ondokuz Mayis Universitesi Dis
Hekimligi Fakiiltesine bagvurdu. Ekstraoral
muayenede herhangi bir bulguya rastlanmada.
Intraoral muayenede 46 ve 47 numaral disler-

de 3. derece mobilite, 46 numarali disin distal
interdental papilinin kayboldugu, ileri dere-
ce periodontitis goriintlisii oldugu, sondlama-
da kanama oldugu, disin distal kok ylizeyinin
3/2’sinin agikta oldugu, ilgili bolgedeki mu-
kozanin hiperemik, 6dematdz ve frajil oldugu
gozlendi (Resim 1).

Resim 1: Lezyonun intraoral goriintiisii. 46 ve
47 numarali dislerin arasinda yumusak ve sert
yikim goriilmektedir.

Yapilan radyolojik incelemede 45, 46 ve 47
numarali disleri i¢ine alan mandibular kanalin
alt sinirindan kret tepesine uzanan 2.4x2.9 cm
capinda oval diizensiz sinirhi radyolusent alan
izlendi (Resim 2).

Resim 2: Panoramik radyografide sag mandi-
bula posterior bolgede osteolitik lezyon izlen-
mektedir.

46 numarali disin ileri derece mobilite nede-
niyle ¢ekimine ve ¢ekim boslugundan biyopsi
materyali alinmasina karar verildi.

Lokal anestezi altinda 46 numarali dis ¢ekil-
di ve lezyondan biyopsi 6rnegi alindi. Ug hafta
sonra 47 numarali disteki mobilitenin artmasi
ve hastanin beslenmesini etkilemesinden dolay1
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47 numarali dis de ¢ekildi.

Cekimden 2 ay sonra 45 numarali disinde
agr1 oldugu gerekgesi ile hastanin bagka bir
merkezde endodontik tedavi gordiigii 6grenil-
di. Alinan radyografide ilk lezyonun biiytidiigu,
sol alt ¢enede de yeni olusan lezyon nedeniyle
35 numarali disin distale migre oldugu goriildii
(Resim 3). 3. derece mobilite goriilen 35 numa-
ral dis ¢ekildi.

Resim 3: 2. ay kontrol radyografisi. EG lezyon-
lariin genislemeye ve saglikli disleri de igeri-
sine almaya devam ettigi goriilmektedir.

Alman 6rnegin histopatolojik incelemesin-
de, eozinofilik graniiloma ile uyumlu, c¢entikli
niikleuslu histiyosit birikimleri ve osteoklast
tipi dev hiicrelerden olusan diffiiz neoplastik
infiltrasyon izlendi (Resim 4).

Resim 4: Lezyonun histopatolojik goriintiisii.
Centikli niikleuslu histiyositlerden olusan dif-
fiiz infiltrasyon ile eslik eden eozinofil 16kosit-
ler izlenmektedir. (Hematoxylin Eosin, 400x
biiyiitme)

Coklu kemik ve organ tutulumu olabilecegi
distintilerek ¢ene lezyonunun tedavisine bas-
lanmadan hasta Ondokuz Mayis Universitesi
Tip Fakiiltesi Hematoloji Boliimiine konsiil-
te edildi. Yapilan bilgisayarli tomografi (BT)
manyetik rezonans goriintiilleme (MRG) ve po-
zitron emisyon tomografisi (PET) incelemele-
rinde femur, vertebra ve akcigerde de lezyonlar
saptandi. Hastaya polyostotik EG tanisi ile ke-
moterapi uygulanmasina karar verildi.

Hastada bulunan ¢ene lezyonlarinin tedavi-
si kemoterapi bitimine kadar ertelendi ve hasta
takibe alindu.

Tartisma

Retikiiloendotelial sistemi etkileyen bir
grup hastalik 1953’te Lichtenstein tarafindan
“histiyositozis X olarak isimlendirilmistir. Bu
hastalik grubunun ortak noktas retikiiloendote-
liyal sisteme ait organlarda anormal histiyosit
proliferasyonudur. Lezyondaki histiyositlerin,
deri ve mukozadaki Langerhans hiicrelerine
benzemesi nedeniyle bu hastalik grubunun ismi
LHH olarak degistirilmistir.”

EG, LHH grubu hastaliklarin en iyi huylu,
en iyl prognoza sahip, en lokalize ve kemik do-
kuyu tutan formudur. Tiim kemik tiimoérlerinin
%1’inden azini olusturur. %90°1 10 yas alt1 ¢o-
cuklarda goriliir.® Monostotik ya da polyos-
totik olabilirler.© Bertram ve ark?” %7 oranla
EG’larin polyostotik olduklarini bildirmistir.
Ancak bazi yayinlara gore %35 polyostotik,
%065 soliter olarak goriiliirler.®'? En sik krani-
al kemikler tutulur. ikinci siklikta cocuklarda
vertebra tutulurken erigkinlerde kosta tutulumu
goriiliir. Kranial tutulumu olan vakalarin %7-
15’inde vertebra tutulumu da bulunur.® Sundu-
gumuz hastanin 27 yasinda olmasi, polyostotik
lezyonlarinin olmasi ve hastada vertebra tutulu-
munun da olmas1 bakimindan literatiirle uyum-
lu nadir goriilen bir olgudur.

Klinik olarak EG’lar asemptomatik olabilir
ve rutin radyolojik incelemede fark edilebilirler.
Ancak semptomatik olduklarinda siklikla loka-
lize agn ile karakterizedirler.’> Cene kemikle-
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rindeki bir lezyon intraoral ya da ekstraoral
sislige, yiizde asimetriye, agriya, gingivitis ya
da periodontitis benzeri goriintiiye, halitozise,
dislerde mobiliteye, dis kaybina, oral mukozal
tilserlere, iyilesme bozukluguna, agiz acikligi-
nin azalmasina, trismusa, duyu kaybina, fasiyal
asimetriye ve ileri evrelerde patolojik kiriga
neden olabilir. * 19 Bunlara ek olarak Miya-
moto ve ark.' EG’larin sekonder inflamasyo-
na bagl ates, halsizlik ve bas agrisi1 gibi genel
semptomlar da verebilecegini bildirmistir. Oral
bolgede karsilasilan bir¢ok lezyonla benzer kli-
nik ve radyolojik 6zellik gosterdigi i¢in dikkat-
li bir inceleme gereklidir ve kesin tan1 biyopsi
incelemesi ile konmalidir. Vakamizda da peri-
odontal hastalig1 taklit eden dis mobilitesi ve
ag1z kokusu ilk semptom olup lezyon panora-
mik incelemede fark edilmistir.

EG’nin teshisinde ve takibinde direkt gra-
fi, panoramik grafi, bilgisayarli tomografiden
(BT), manyetik rezonansh goriintiilemeden
(MRG) pozitron emisyon tomografisinden
(PET) ve sintigrafiden yararlanilabilir® ' Bu
vakada EG lezyonu ilk olarak panoramik rad-
yografide fark edilmis ve detayli inceleme i¢in
BT kullanilmistur.

EG erken evrelerde diizensiz ve zayif sinirh
agresif goriintii verir. Yikim genellikle kemigin
medullar kismindan baslar. Ilerleyen dénemler-
de sklerotik marjinler olusabilecegi gibi korti-
kal erezyona, periostta reaksiyona ve yumusak
doku lezyonuna neden olabilir. Bu nedenle os-
teomiyelit, Ewing sarkomu, lenfoma, osteosar-
kom, metastatik kemik tiimorleri, anevrizmal
kemik kisti ile benzer goriintii verebilir. Eger
lezyon mandibula ya da maksillada disli alve-
olar krette olusursa radyografik olarak “’yiizen
dis” goriintiisiine neden olabilir.!'”? Vakamizda
lezyonun zayif sinirh agresif bir goriintli ver-
mesi lezyondan etkilenen 47 ve 45 numarali
disleri ¢evreleyen kemikte ileri derecede yikim
olmas1 ve 46 numarali diste “’yiizen dig”’ goriin-
tiisti bulunmas1 bakimindan literatiirle uyum-
luydu. Mevcut klinik tablo ve radyolojik go-

rlintli nedeni ile malign bir timor olma ihtimali
g6z ontlinde bulundurulmus, insizyonel biyopsi
yapilmis ve histopatolojik inceleme sonucu EG
oldugu anlasilmistir.

En sik olarak kranial kemiklerde goriilmesi
ve ¢ene ve dislerle ilgili semptomlar vermesi
ya da rutin dental radyografilerde fark edilmesi
nedeniyle LHH grubu hastaliklarin erken teshi-
sinde dis hekimlerine 6nemli gorevler diigmek-
tedir. Erken ve dogru konulan bir teshis mevcut
lezyonun daha konservatif tedavi sansini artirir-
ken fark edilmesi zor olan bir alandaki ikincil
lezyonun veya lezyonlarin da teshis edilebil-
mesine ve komplikasyonlarindan kaginilmasi-
na olanak saglamaktadir. Bizim vakamizda da
insizyonel biyopsi sonucu EG tanis1 konulmus
ve polyostotik tutulum olabilecegi diisiiniilerek
hasta hematoloji boliimiine konstilte edilmistir.

EG’da tedavi yontemleri tartismalidir. Ciin-
kii bu hastaligin 6énemli bir kisminda spontan
remisyon goriilmektedir. Masif soliter EG’nin
dahi aylar ya da yillar sonra kendi kendini sinir-
lama yetenegine sahip oldugu bildirilmektedir.
(18)

EG’da tedavinin amaci, agrinin giderilmesi,
lezyonun biiylimesinin durdurulmasi, biiyiime
cizgisinin olumsuz etkilenmesinin ve patolojik
kirngin 6nlenmesidir. Lezyon rastlant1 olarak
bulunmus ise, bir veya daha fazlaysa ve herhan-
gi bir semptom vermiyorsa ve hatta masif dahi
olsa, sadece izlenmelidir. Buna karsilik agri,
deformite, patolojik kirik riski, ndrolojik defisit
gibi bulgular varsa ve takiplerde ilerleyici ka-
raktere sahipse bu lezyon tedavi gerektirir.!13-29

Tedavi metodu, hastanin yasi, lezyonun lo-
kalizasyonu, tutulan kemik ve lezyon sayisi,
lezyonun biiyiikliigii ve dogal seyrine gore be-
lirlenir. Lezyon i¢ine steroid uygulanmasi, kii-
retaj ve kemik grefti uygulanmasi, kemoterapi,
diisiik doz radyoterapi, kemik iligi transplan-
tasyonu gibi lezyonun 6zelliklerine gore tercih
edilebilecek tedavi yontemleri bulunmaktadir.
Bu tedavi segenekleri tek baslarina veya birlik-
te kullanilabilirler.!®
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Monostotik lezyonlarinin tedavisi genellikle
kiiretaj ile saglanmaktadir. Kiiretaja ek olarak
greft uygulamasi da yapilabilmektedir.?!?» Son
yillarda lezyon igerisine steroid enjeksiyonu
uygulanmasinin da basarili sonucglar verdigini
bildiren yayinlar bulunmaktadir.?® Cerrahi ola-
rak ulasilamayacak lokalizasyonlardaki ya da
yiik tagiyan kemiklerdeki lezyonlara diisiik doz
radyoterapi uygulanabilmektedir. Literatiirde
polyostotik lezyonlarin tedavisi i¢in kemoterapi
ve radyoterapi Onerilmistir. Ancak radyoterapi-
nin malign timor riskini artirdig: bildirilmistir.
@ 11.29 Montella ve ark.® kemoterapi ve/veya
radyoterapi uygulanan polyostotik EG’11 hasta-
lara zoledronik asit uygulayarak daha basarili
sonuglar elde etmiglerdir. Sundugumuz vakada
farkli lokalizasyonlarda polyostotik lezyonlari
olan hastaya hematoloji boliimii tarafindan ke-
moterapi planlandi. Hasta kemoterapi almaya
basladiktan sonra mandibuladaki lezyonun kii-
clldiigii gozlendi.

Uygun tedavi se¢imi ile monostotik EG’l
vakalarin prognozu genellikle iyidir. Ilk teda-
viden sonra monostotik lezyonlarda %7,6, pol-
yostotik lezyonlarda %18, kraniyal tutulumlu
polyostotik lezyonlarda ise %39 oraninda niiks
goruldigi bildirilmistir.® Sundugumuz vakada
farkli kemik tutulumu ile birlikte mandibular
lezyonu bulundugundan niiks gelisme ihtimali
goreceli olarak yiiksektir. Bu nedenle hastanin
uzun donem takibi planlanmaktadir.

EG’nin erken teshisi morbiditeyi ve tedavi
planini etkilemektedir. {1k bulgularini cenelerde
gosteren bir EG’nin teshisi dis hekimleri tara-
findan yapilabilir. Cenelerde ortaya ¢ikan EG
vakalarinin multipl doku ve organ tutulumu yo6-
niinden mutlaka incelenmesi gerekir. Hastaligin
karakterinin ortaya konmasi dogru tedavi plan-
lamas1 ve komplikasyonlarin 6nlenmesi baki-
mindan hayati énemdedir. Ayrica polyostotik
EG’nin niiks orani daha yiiksek oldugu i¢in ta-
kipleri de uzun donem ve dikkatle yapilmalidir.
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