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ABSTRACT

The RS3PE syndrome is the inflammatory rheumatisms of old age, being related to rheumatoid arthritis. Etiology and
pathogenesis of this disease is not fully understood and usually seen over 50 years of age and characterized by
recurrent symmetrical pitting type edema. We present a case whose clinical symptoms and laboratory findings are
compatible with the RS3PE in young male with ankylosing spondylitis. J Clin Exp Invest 2016; 7(4): 290-293
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GiRIiS

Seronegatif romatoid artritin bir alt grubu olan
remittan seronegatif simetrik sinovit ve pitting
6dem (RS3PE) 1985’te Mc Carty ve arkadaslari
tarafindan tanimlanmistir [1]. RS3PE el ve
ayaklarda simetrik sinovit, tenosinovit ve 6demle
karakterize bir sendromdur. Kortikosteroide ¢ok
iyi yanit veren bu hastalik, dominant olarak
erkek ve yaslilarda gorilir [2]. Etyopatogenezi
tam olarak bilinmemekle birlikte tipik olarak
romatoid faktér (RF) negatiftir. HLA B7 ve HLA
B27 ile iliskisi heniiz tam kanitlanmis olmasa da
bazi c¢alismalarda bu markerlarin pozitifligi
bulunmustur [3,4,5]. Ayrica hafif orta siddette bir
akut faz yaniti mevcudiyeti s6z konusu iken anti
nikleer antikor (ANA) negatiftir [5]. Bunun
aksine Olive ve ark. dusuk titre ANA pozitifligi
bildirmis ve hastaligi 50 yasin Gzerinde, her iki el
dorsalinde gode birakan 6dem, ani baslangigh
poliartrit ve RF negatifligiyle giden bir patoloji
olarak tariflemistir(6). RS3PE siklikla 50 yas
uzerinde ve erkelerde gorilmesine karsin bizim
olgumuz 28 yasinda ankilozan spondilitli (AS)
erkek bir hastaydi. Amacimiz literatirde
belirtilenden farkl olarak AS nedeniyle takip

edilen geng¢ bir
sunmaktir.

OLGU

hastada RS3PE varligini

Yirmi sekiz yasinda erkek hasta poliklinigimize 2
gindir her iki el bileginde o6zelliklede sag el
bilek ve sag el dorsalinde ani gelisen agri ve
sislik sikayetiyle basvurdu. Oykiisiinde travma,
herhangi bir bdcek sokmasi, anjio 6édem ve
urtiker gibi ani siglik yapabilecek bir durum
yoktu. Hikayesinde Reynaud fenomeni, agiz
kurlugu, oral aft, genital aft, ciltte ddékuntuler,
kuru g6z, kelebek tarzi dokintiler, yutma
glcligu yoktu. Ozgecmisinde 6 yil 6nce AS
tanisi  konulup tedavi baglandigi &grenildi.
Ozellikle sabahlari bel ve sirt agrilarinin ve
donem donem vyer degistiren kalga agrisinin
oldugunu ifade eden hastanin yaklasik bir saati
gecen sabah tutukluklari oluyormus.

Hastanin  sistemik muayenesinde tansiyon
arteryel: 128/80 mmHg, nabiz sayisi: 76/dakika,
ates: 37,2°C idi. Kas iskelet sistemi
muayenesinde; her iki el- el bileginde 6zelliklede
sag el bileginde diffiz sislik mevcuttu.
Palpasyonda her iki el-el bilek dorsalinde gode
birakan édem ve minimal isI artisi tesbit edildi.
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Tinnel ve phalen testleri negatifti. No6rolojik
defisit yoktu. Sag el-el bilegi haric diger
eklemlerde aktif artrit yoktu. Bel eklem hareket
acikhgr fleksiyonda kisith ve agrili, el zemin
mesafesi 19 cm, schdber 14 cm, modifiye
schéber 18 cm, tragus duvar mesafesi 17 cm,
lateral fleksiyonlar 3.5 cm, gogis expansiyonu 5
cm olarak 6lcildii. FABER, FADIR agik agrili,
sakroilaik kompresyon testi sagda hafif pozitifti.
Mennel testi negatif olarak degerlendirildi.
Laboratuvar incelemede beyaz kire,
hemoglobin, platelet degerleri norma liken;
eritrosit sedimantasyon hizi: 45 mm/saat,
romatoid faktér (RF): 8 (<20) IU/ ml, C-reaktif
protein (CRP): 6,82 (0,01-0,82) mg/l, Urik asit
6.7 mg/dl, Ca :10,1 mg/dl, CK:186 U/L, ANA,
anti-dsDNA ve c-ANCA ise negatifti. Tam idrar
tetkiki, serum elektrolitleri, SGOT, SGPT, TSH
testleri normal olarak saptandi. Hastanin
sakroiliak MR filminde bilateral sakroileit bulgusu
mevcuttu. Cekilen on-arka el-el bilegi grafisi
normal olarak degerlendirildi. Hastanin sistemik
muayenesinde patolojik bulgu yoktu. Hastada bu
bulgularla RS3PE 6n tanisi dusinilerek 10
mg/gin  prednizolon ve klorokin tedavisi
baslandi. Hastanin 4 gin sonraki kontroliinde
kliniginin dramatik bir sekilde dlzeldigi géruldd..

TARTISMA

ilk kez McCarty tarafindan tarif edilen RS3PE;
genellikle 50 vyas Uzeri erkeklerde, ani
baslangicli, ellerde ve ayaklarda gode birakan
0dem ve simetrik artrit yapan, yuksek eritrosit
sedimantasyon hizi ve genellkle RF
negatifligiyle seyreden, yaklagik 18 ay civari
remisyona giren, noneroziv, disuk doz steroide
¢ok iyi cevap veren bir sendromdur [1,7].
Laboratuvar bulgularinda RF negatifligine ek
olarak ANA negatif olup, bazi hastalarda HLA-
B7 (8), HLA B22 antijenleri pozitif bulunmustur
[5,9]. Bizim olgumuz erkek olmasi, RF negatifligi,
ellerde bilateral pitting 6dem varlidi, ani
baslangigli olmasi, HLA B27 pozitifligi, eritrosit
sedimantasyon hizinin yuksekligi (45 mm/saat)
ile benzer klinik ve laboratuvar bulgularina
sahipken; geng¢ yasta olmasi literatlrde bildirilen
ileri yas kriterine uymuyordu. Hastamizin AS
nedeniyle 5 yildir tedavi aliyor olmasi ve AS nin
tipik olarak gen¢ erkek hastalarda goérilmesi ve
gerek AS’nin gerekse RS3PE’nin

etiopatogenezinde HLA B27 pozitifligiyle iligkisi
hastamizin erken yas kriterini destekleyebilir.

RS3PE de gbzlenen simetrik sinovit ve sislik, en
sik elbilegi ve ayak bileklerindedir. Gode birakan
6dem karakteristik bir bulgudur. Gode birakan
O6demin ayirici tanisinda simetrik ve non simetrik
artrit yapan romatizmal hastaliklar, ge¢
baslangicli romatoid artrit (RA) [10), ge¢
baslangigli periferik spondiloartropati [11], bag
doku hastaliklari, miks konnektif  doku
hastaliklari  [12), tiroid, karaciger, bdbrek
hastaliklari, konjestif kalp yetmezligi, lenfatik
obstriiksiyon gibi ¢gok genis bir hastalik grubunun
gbz o6nunde bulundurulmasi gerekir [13].
RS3PE'deki 6dem lenf 6demden tamamen
farkhdir;  plrissiz gode birakan 6dem
tarzindadir ve steroid tedavisiyle hizli bir sekilde
iyilesir [14]. Hastamiz multidisipliner olarak
degerlendirildiginde ayrici tanida gode birakan
0dem sebeplerini disindirecek bir patoloji
saptanmadi.

RS3PE olgularinin ¢ogdu idiopatik olarak tespit
edilmesine ragmen benign ve malign birgok
hastallk RS3PE olgularina eslik edebilir; gut,
pseudogut, kompleks bdlgesel agri sendromu ve
karpal-tarsal tinel sendromu [15], sjogren
sendromu [16], Polimiyalja Romatika (PMR)
[17], RA, sarkoidoz gibi hastaliklar ayirici tanida
mutlaka g6z 6ninde bulundurulmalidir. RS3PE
sendromlu hastalarin bir kisminda RA, AS ve
konnektif doku hastaliklari [13], PMR [17] gibi
romatizmal hastaliklar gelisebilecegini ifade
eden yayinlar varken; baska bir gorus olarak bu
sendromun, diger romatolojik hastaliklarla iligkili
bir hastalik olup olmadigi veya romatolojik
hastaliklarin bir baslangi¢ formu mu oldugu net
degildir (18). Bizim vakamizda hasta AS
nedeniyle takip edilmekteydi. AS’nin gode birkan
0dem yaptigina dair literatlirde bir bulguya
rastlamadik. Hastanin klinik ve laboratuvar
bulgulari degerlendirildiginde ayirici tanida g6z
ondnde bulundurulmasi gereken RA, sarkoidoz,
PMR, SLE  gibi romtolojik  hastaliklar
disindimedi.

RS3PE etyopatogenezinde de AS
patogenezinde etkisi kanittanmis HLA B27'nin
sorumlu olabilecegine dair galismalar mevcuttur.
Schaeverbeke et al. RS3PE li 22 hasta Gzerinde
yaptiklari bir calismada 7 hastada HLA B27
pozitifligi tesbit etmigler [13]. Finnel ve ark.
RS3PE sendromlu olan hastalarin yaklasik%
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50'sinde HLA-B27 fenotipini pozitif olarak
bildirmisler [16]. Bizim olgumuz 5 yildir AS
tedavisi almaktaydi ve HLAB27 pozitifti.

Eklemlerde radyolojik olarak eroziv ve
dejeneratif degisikliklerin gézlenmemesi [8] ve
disik doz kortikosteroide iyi yanit hastaligin
karekteristik  6zelliklerindendir [19]. RS3PE
sendromunda, prognozun genel olarak son
derece iyi oldugu kabul edilmesine ragmen bazi
maligniteler  gelismesi kareketeristik bir
ozelligidir. RS3PE sendromuyla baglantili olarak
hematolojik (I6semi, lenfoma), myelodisplastik
sendrom [6] ve gastrik, pankreas kanseri gibi
maligniteler  gelisebilmektedir  [20).  Bizim
olgumuz steroide ¢ok dramatik bir yanit verdi ve
kliniginde malignite bulgusuna rastlanmadi.

Khan RS3PE sendromunu, seronegatiflerin tani
kriterlerini tam olarak doldurmamasina ragmen
AS gibi bu grubta degerlendirmistir[21].
Seronegatif spondiloartropatilerin prototipi olan
AS, kronik, inflamatuvar, progresif bir hastaliktir.
Sakroiliyak eklem tutulumunun 6n planda oldugu
hastaligin ge¢ dénemlerinde aksiyal ve periferik
eklem tutulumu da gézlenir. Ekstra artikiler
olarak g6z, kalp, akciger ve bagirsak gibi
organlar tutulur. HLA-B27 geni yaklasik %95
oraninda pozitiftir. 17-35 yas arasinda, siklikla
gen¢c erkeklerde, sinsi baslangicl olarak
karsimiza cikar [22]. Hastaligin baslama yasi,
ergenlikten gencg erigkin yasa kadar degiskenlik
gOsterebilir ve yaklasik 28 vyaslarinda doruk
sikhda ulasir. Hastaligin seyrinde. periferal
eklem tutulumu daha az olmasina karsin kalca
ve omuz eklemleri olgularin tgte birinde tutulur.
El-elbileginde bilateral ya da asimetrik bulgular
On plandadir. Distal interfalangeal, proksimal
interfalangeal, metakarpofalangeal eklemlerin
yani sira birinci parmak interfalangeal eklemide
tutabilir [23]. Literatirde AS’ nin eklem
tutulumunda gode birakan édem bulgusuna dair
bir bilgiye rastlamadik.

Sonug olarak, literatirde daha ¢ok ileri yaglarda
gorilen RS3PE sendromu HLA B27 pozitifligiyle
giden AS’li hastalarda daha erken yaslarda
gorulebilecegi akilda tutulmaldir.
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