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Uc aylik bir cocukta tibiada osteofibrézdisplazi
benzeri adamantinoma: Olgu sunumu
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Kemik tiimdrleri icerisinde nadir goriilen osteofibrézdisplazi benzeri adamantinoma (OFDBA)nin
saptandig ve literatiirde bildirilen en kiiciik yastaki olgu tanimlanmistir. OFDBA, osteofibréz displa-
zi ve klasik adamantinomaya radyolojik, histopatolojik olarak benzerlik gostermektedir. OFDBAnin
klasik adamantinomaya déniisebilme &zelligi nedeniyle selim bir lezyon kabul edilmesine ragmen, pre-
malign bir lezyon olarak degerlendirilmesi dnerilir. Olgumuzda da biopsi ile OFDBA tanisi sonrasinda
lokal rezeksiyon ve masif allogreft ile rekonstriiksiyon uygulanmustir.

Anahtar s6zciikler: Adamantinomaj; osteofibrdz displazi; osteofibrdz displazi benzeri adamantinoma.

Adamantinoma diisitk malignite potansiyeli bulu-
nan, epitelyal ve osteofibroz komponentleri birlikte ice-
ren, bifazik nitelikte bir kemik tiimoriidiir.'"* Osteo-
fibréz displazi (OFD) ¢ocukluk doneminde sik gdriilen,
selim karakterli fibroosséz bir lezyondur. Osteofibroz
displazi benzeri adamantinoma (OFDBA) ise yogun os-
teofibroz dokular ile birlikte nadir epitelyal hiicre kiime-
leri igeren bir tiimérdiir.'->121 Adamantinoma, OFD
ve OFDBAnin morfolojik ve radyolojik gériintiisii bir-
birine ¢ok benzer.'?) Ozellikle OFDBA, OFD'den ancak

histopatoloijk inceleme ile ayirt edilebilir.

Uzun kemiklerin adamantinomasi nadir goriilmek-
tedir ve primer kemik tiimotlerinin yaklasik %0.4'tini
olusturur.'> Gériildiigii yas aralig ¢ok genistir ve 3
ila 86 yas araliginda bildirilmistir."**#-1% En sik 25 ila
35 yaslar arasinda rastlanir.'’) OFDBAnin griilme sikli-
g1 ile ilgili kesin bilgi bulunmamaktadir.

Olgu sunumu
Ug ay 18 giinliik erkek gocugu iki haftadir sol ba-

cagini kullanamama ve bacakta kalinlasma yakinma-
lariyla poliklinigimize getirildi. Fiziksel muayenede
genel durumunun iyi oldugu, ancak sol tibia {izerinde
kalinlagsma, sekil bozuklugu ve lokal hassasiyet bulun-
dugu saptandi. Yerel 1s1 artisi, ya da ciltte degisiklik
gozlenmedi. Diger sistem muayeneleri normal bulunan
cocukta eslik eden baska bir hastaliga ait bulguya rast-
lanmadi. Viicut sicakligy, kan basinci, nabzi ve diger vi-
tal parametreleri normaldi. Sol kruris i¢in yapilan basit
radyografi ve manyetik rezonans gériintiileme incele-
melerinde tibia diyafizinde yaklagik 3 cm uzunlugunda,
one agilanma gosteren, lobiillii yapida, kortikal lezyon
saptandi (Sekil 1). Radyolojik incelemede ayirici tan
olarak OFD, nonossifiye fibrom ve eozinofilik granii-
lom diisiiniildii.
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Sekil 1. Kruris 6n-arka ve yan grafilerinde kortikal litik alanlar, 6ne ve
ic yana acilanma gosteren patolojik kirk gérilmekte.

Hastaya tru-cut biyopsi yapildi. Histolojik incele-
mede osteofibroz dokular icerisinde, hiposelliiler ka-
rakterde, epiteloid goriiniimde hiicreler izlendi. Keratin
immun boyamada tek tek serpilmis veya birka¢ sirali
trabekiiller olusturmus epitelyal hiicreler goriildii. Bu

gériintii ile OFDBA tanisi konuldu (Sekil 2a, b).

Tibiada OFDBA tanist ile tibiadan 6 em’lik bir seg-
ment rezeke edildi (Sekil 3). Rezeksiyon sonrasi masif
allogreft ile rekonstriiksiyon yapilds.

Tibiadan rezeke edilen materyalin histolojik incele-
mesinde biyopside izlenen yapilarin benzeri goriildii. Yer
yer mikrofraktiir ve mikrokallus alanlari mevcuttu, Lez-

4

Sekil 2. (a) Osteofibroz dokular icerisinde, hiposelltler kara
Keratin immun boyasi ile boyanan epitelyum hucreleri izlendi (x100). [Bu sekil, derginin www.aott.org.tr adresin-
deki cevrimici versiyonunda renkli gorulebilir.]

Sekil 3. Tibiadan 6 cm’lik rezeksiyon yapildi. [Bu sekil, derginin www.
aott.org.tr adresindeki cevrimici versiyonunda renkli gérulebilir.]

yon korteksi yer yer tama yakin destriikte etmis, fakat
korteks disina yayilim yapmamisti.

Tartisma

Osteofibroz displazi, OFDBA ve adamantinoma
nadir goriilen kemik tiimorlerindendir. Campanacci
ve Lausa gore 10 yas altinda adamantinoma goriilmesi
olduk¢a nadirdir.'® OFDBA, Kuruvilla ve Steiner ta-
rafindan bes olguluk bir seride 4.5 ila 14 yas araliginda
bildirilmistir."” Sunulan olgu 3.5 aylik bir erkek ¢ocu-
gunda goriildigiinden literatiirde bildirilmis en kiigitk
OFDBA olarak kabul edilmektedir.




212

Acta Orthop Traumatol Turc

Kuruvilla ve Steiner ile Sarisozen ve ark., OFDBAnin
klasik adamantinomaya 6ncii lezyon olabilecegini bildir-
mektedirler.”'”) Adamantinomanin metastaz yapabil-
mesi, cok odakli olabilmesi ve lokal yayilma yapabilmesi
gibi malign tiimérlerde rastlanan &zellikleri tagimasi ne-
deniyle hastaya klasik adamantinoma olgusu gibi yakla-
silarak rezeksiyon uygulanmus ve takipleri adamantino-
ma temel alinarak yapilmistir. Nitekim aragtirmacilarin
OFDBA ile ilgili ortak diisiincesi, bu lezyonla kargila-
sildiginda, yakin radyolojik ve histopatolojik bulgulara
sahip klasik adamantinoma gibi diisiiniilerek tedavinin
ona gore diizenlenmesidir.>>7'” OFDBAnin prognozu
ise klasik adamantinomanin aksine iyidir ve ¢ogunlukla
izlemle yetinilir.'->'7)

Olgumuzun ii¢ yillik kontroliinde metastaz, ya da ye-
rel niiks lehine bulgu saptanmamustir.

Cikar ortiigmesi: Cikar drtiismesi bulunmadig: belirtilmistir.
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