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Parotis bezi tutulusu ile basvuran sarkoidoz olgusu

Parotid gland involvement as initial symptom in a patient with sarcoidosis

Huseyin Semiz', Senol Kobak?
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Ozet

Sarkoidoz, non-kazeifiye grantlom formasyonu ile karakterize bir
kronik grantlomatoz hastalik. Siklikla akciger, deri, g6z ve loko-
motor sistem tutulusu yanisira, ekzokrin bezlerini de tutabilmek-
tedir ve primer Sjogren sendromu taklit edebilmektedir. Bu bildiri-
de, parotis bezi sisligi sikayetleri ile basvuran, yapilan laboratuvar,
radyolojik ve histopatolojik inceleme sonucunda, sarkoidoz tanisi
alan bir olgu rapor ettik.

Anahtar sozciikler: Sarkoidoz, parotis bezi, tutulumu

Sarkoidoz, bir¢ok doku ve organi tutabilen ve nedeni
tam olarak bilinmeyen, non-kazeifiye graniilom reaksiyonu
ile karakterize sistemik bir hastaliktir. Patogenezi heniiz
net olmamakla beraber, bazi genetik ve cevresel faktorlerin
etkisi ile hiicresel immiin sistem aktivasyonu ve non-spesi-
fik inflamatuvar yamt meydana gelmektedir." Th1 ve mak-
rofajlar kaynakli proinflamatuvar sitokinler, inflamatuvar
kaskat tetiklemekte ve doku permeabilitesi, hiicre akini,
lokal hiicre proliferasyonu sonucu graniilom formasyonu
gelismektedir. Sarkoidoz, tiim 1k ve etnik gruplarda gori-
lebilen, diinyada farkl: tilkelerde farkli siklikta bildirilen bir
muldsistemik hastalikar. Genel olarak kadmlar arasinda
daha sik ve cogunlukla 40 yaglarinda goriiliir. En yiiksek in-
sidans Tsve¢’ten bildirilirken (65/100.000), bunu sirastyla
Danimarka (53/100.000) ve Almanya (43/100.000) takip

Summary

Sarcoidosis is a chronic granulomatous disease characterized by non-
caseating granuloma formation. It usually involved the lung, skin,
eye, and locomotor system, as well as exocrine glands, and can
mimic the primary Sjoégren syndrome. Herein we report a case of sar-
coidosis diagnosed as a result of laboratory, radiological and
histopathological examination applied with complaints of parotid
gland swelling.
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etmektedir. Amerika Birlesik Devletleri’nde yapilan insi-
dans caligmalarinda ise, beyaz ik ile kiyaslandiginda, siyahi
irkta daha yiksek insidans rapor edilmistir (sirasiyla
10.9/100.000 ve 35.5/100.000)."

Sarkoidoz siklikla bilateral hiler lenfadenopati, goz,
deri ve lokomotor sistem tutulusu yapmaktadir.” Bazen
de tiikiiriik bezi tutulumu yapabilmektedir. Ekzokrin bez
tutulusu sonucu, sikka semptomlarina sebep olabilmekte
ve primer Sjégren sendromunu taklit edebilmektedir."
Bilateral hiler lenfadenopati, ates, artralji/artrit, eritema
nodosumdan olugan akut sarkoidoz formu, Lofgren sen-
dromu olarak adlandirilmaktadir.” Ates, parotis bezinde
biiyiime, anterior iveit ve fasiyal sinir paralizisi kombi-
nasyonundan olusan bir nérosarkoidoz formuna ise He-
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erfordt sendromu denmektedir.” Bu bildiride parotis be-
zi biytimesi ile bagvuran ve yapilan tetkikler sonucu Lof-
gren sendromu tanist alan ve onam formu alinan bir olgu
rapor ettik.

Olgu Sunumu

Yirmi yedi yaginda kadin hasta, 1 ay 6nce baslayan her
iki parotis bezinde sislik ve agiz kurulugu sikayetleri ile
KBB poliklinigine bagvurmus. Burada yapilan muayene
ve tetkikler sonucu akut parotit tanis1 konmus ile 15 giin
boyunca antibiyotik tedavi uygulannus. Fakat sikayetleri
gerilemeyen ve her iki ayak bilek eklemlerinde artrit, her
iki ayak pretibial bolgede eritema nodosum deri lezyon-
lar1 gikayetleri de olan hasta ileri tetkik icin Romatoloji
poliklinigine yonlendirilmis. Yapilan fizik muayenesinde
hastanin her iki parotis bezinde sislik ve her iki ayak pre-
tibial bolgede eritema nodosum ile uyumlu deri lezyon-
lar1 mevecuttu. Lokomotor sistem muayenesinde her iki
ayak bilek eklemlerinde sislik, hassasiyet ve hareket kisit-
181 tespit edildi. G6z muayenesinde tiveit bulgusuna ve
norolojik muayenesinde fasial sinir patolojisine rastlan-
madi. Laboratuvar tetkiklerinde; hemogram, karaciger ve
bobrek fonksiyon testleri normal idi. Akut faz reaktanla-
rindan; C reaktif protein (CRP): 0.48 mg/dl (normal
0-0.5 mg/dl), eritroisit sedimentasyon hizi (ESH): 7
mm/h (normal 0-20 mm/h) saptandi. Rutin idrar tetkiki
sonuglari, tiroid fonksiyon testleri ve tiimor markerlar
normal idi. Serum angiotensin converting enzim (ACE):
71 U/I (normal 8-52 U/l), serum kalsiyum ve hidroksi
D3 ise normal olarak saptandi. Serolojik tetkiklerde; ro-
matoid faktor (RF), anti-niikleer antikor (ANA), anti-sik-
lik sitriiline peptid antikor (anti-CCP), anti-Ro, anti-La,
ANCA, C3 ve C4 normal olarak saptandi. Protein elek-

troforezinde poliklonal gamopati mevcuttu. Serum IgG
diizeyleri normal idi. Hepatit markerlari, brusella agliiti-
nasyon testi ve kabakulak serolojisi negatif idi. Cekilen
akciger grafisinde hiler dolgunluk (Sekil 1), toraks BT"de
ise 1 cm ¢apinda bilateral hiler ve mediastinal LAP tespit
edildi (Sekil 2). Yapilan Shirmer ve g6z yas1 kirilma za-
mani testleri normal, alinan dudak biyopsisi patoloji so-
nucu ise non-kazeifiye graniillom (sarkoidoz) ile uyumlu
rapor edildi. Hastaya klinik, radyolojik ve histopatolojik
veriler 1s1¢inda akut sarkoidoz (Lofgren s/m) tanist ko-
nuldu. Hastaya diisiitk doz kortikosteroid ve hidroksiklo-
rokin (HQ) baglandi. Tedavinin 3. aymnda parotis bezle-
rindeki sisligin belirgin sekilde geriledigi, eritema nodo-
zum lezyonun kayboldugu ve lokomotor sistem sikayet-
lerin geriledigi gozlendi. Genel durumu iyi olan hasta-
nin, poliklinik kontrolleri devam etmektedir.

Tartisma

Sarkoidoz nedeni bilinmeyen sistemik grantilomatéz
bir hastaliktir.”” Genetik yatkinligi olan bireylerde infla-
matuvar yanit ve graniilom olusumunu tetikleyen bazi
cevresel ve enfeksiy6z ajanlara maruz kalma sonrasinda
gelistigi ileri siiriilmiistiir."""” Sarkoidoz i¢in altin stan-
dart tani testi yoktur. Serum ACE diizeyi sarkoidozlu
hastalarda yiiksek bulunsa da, sarkoidoz i¢in spesifik de-
gildir.""" Genellikle tani bir biyopsi 6érnegi iizerinde
non-kazeifiye epiteloid hiicre granillomu gosterilerek ko-
nur."""" Ancak bu histopatolojik tutulum tiiberkiiloz, lep-
ra, Sjogren sendromu, Behcet hastaligi, berilyozis, oto-
immiin hastaliklar, sarkoidoz gibi ¢esitli hastaliklarda da
goriilebilir."” Tiikiiriik bezi tutulumu olunca akla ilk ge-
len hastaliklardan biri de Sjogren sendromudur."” Bizim

Sekil 1. Akciger grafisinde hiler dolgunluk.

Sekil 2. Toraks BT'de bilateral hiler ve mediastinal lenfadenopatiler.
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hastamizda da oldugu gibi agiz kurulugu semptomu olan
hastalarda, her ne kadar ek olarak goz kurulugu bulun-
masa da Sjégren sendromu diisiiniilmelidir."” O yiizden
ayirimu ¢ok iyi yapmak gerekir. Laboratuvar tahlilleri ve
ozellikle de mindr titkiriik bezi biyopsisi ile histopatolo-
jik tan1 konmast bize bu konuda yardimer olabilmektedir.
Sarkoidoz tanist histolojik olarak non-kazeifiye granii-
lomlarin gériilmesi ile konur.” Sarkoidozlu hastalarmn
%38-58’inde genellikle minor tiikriik bezi biyopsisinde
non-kazeifiye granillomlar goriiliir. Drosos ve ark.’nin
yapti1 calismada sarkoidoz hastalarmin %58’inde minér
titkiiriik bezi biyopsisi sonucu, non-kazeifiye graniilomla
uyumlu gelmigtir; geri kalan %42’de ise sonu¢ daginik
lenfositik infiltrasyonlar goriilmiis ve nondiagnostik ¢ik-
mugtir.”” Bu hastalara transbronsiyal lenf bezi biyopsisi
yapilarak sarkoidoz tanisi kesinlestirilmistir. Parotis tutu-
lumu, sarkoidoz hastalarinin %6’sinda goriiliir.”” 20-40
yas grubunda ve kadinlarda daha sik g6zlenir. Hastalarin
%73tinde iki tarafli tutulum gozlenir.”’ Ozellikle intra-
torasik, periferik lenfadenopati, tiveit, gézyast bezi biiyti-
mesi ve cilt hastaligi gibi diger sistemlerin de yaygimn tu-
tulumu vardir. Tutulum paterni bazen Heerfordt sendro-
munda oldugu gibi patognomik olabilir. Heerfordt sen-
dromu; ates, parotis bezinde biiylime, anterior iveit ve
fasiyal sinir felcinin kombinasyonundan olusan bir sar-
koidoz formudur. Rottolia ve ark.’nin sundugu bir seride
st hava yolu tutulumu olan sekiz sarkoidozlu hastanin
besinde parotis bezi tutulumu saptanmustir.”” Greenberg
ve ark.’nin yaptg1 bir ¢aligmada ise, histolojik olarak tani
almig 388 sarkoidoz hastasinin 23’tinde (%6) parotis bezi
biytimesi oldugu gosterilmistir. Bu hastalarin 19’unda
bilateral, 4inde ise tnilateral parotis tutulumu oldugu
goriilmiistiir.”” Parotis bolgesi sisliklerinde ayiric1 tanida
viral, allerjik, bag doku hastaliklar1 (SjS, RA) sarkoidoz,
neoplazmalar. Yine IgG 4-iligkili hastalik, Sjogren sen-
dromunun ve sarkoidozun ayiric1 tanisinda distintilmesi
gereken bagka bir kronik inflamatuvar hastalik.”” Tleri yas
olgulari etkilemesi, serum IgG ve IgG4 diizeyi yiiksekli-
gi ve tipik histopatolojik bulgularin varligi, bu hastalig
desteklemektedir.”” Taninin dogrulanmasi igin hasta hi-
kayesi, kan testleri, deri testleri, radyolojik tetkikler, bi-
yopsi gibi cesitli tetkikler gereklidir. Sarkoidoz tedavisi
her zaman zorunlu degildir; ¢ciinki hastalik kendiliginden
iyilegebilir.” Géz tutulumu, nérosarkoidoz, kardiyak
sarkoidoz, ve organ fonksiyonunu tehdit eden ilerleyici
hastalik durumlarinda tedavi gerekebilir.

Kortikosteroidler, tedavinin temel taglaridir. Azatiop-
rin, klorokin, hidroksiklorokin, metotreksat, siklofosfa-
mid, ve infliksimab gibi bazi alternatif ajanlar direncli
hastaligin tedavisinde ya da kortikosteroide karst yan et-
ki gosteren ya da uzun siredir kortikosteroid kullanan
hastalarda kortikosteroide alternatif ajanlar olarak kulla-
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nilabilir.”*” Greenberg ve ark.’nin yaptig1 calismada 23

parotis bezi biiylimesi olan hastadan 10 tanesinde parotis
bezi boyutlari 6 ay icinde normale donmiistiir.”” Bu has-
talarin diger sistem bulgular1 benign ve gegici oldugu i¢in
sadece 2 hastaya steroid tedavisi uygulanmistir. Fakat
kronik ve persistan intratorasik tutulumu olan diger has-
talarda parotis bezi biiytimesi 6 aydan 3 yila kadar kalict
olmugtur ve bu hastalara tedavi olarak steroid tedavisi uy-
gulanmustir.

Sarkoidoz, bir¢ok primer romatolojik hastaliklar: tak-
lit edebilir ve/veya birlikte goriilebilir. En sik ayirict tani-
da distintilmesi gereken hastaliklardan birisi, primer
Sjogren sedromudur. Bunun énemi iyi bilinmektedir, ni-
tekim Amerika-Avrupa kriterlerinde de Sjogren sendro-
mu tanisi konulurken (Tablo 1), sarkoidoz dislanmasi
gereken bir hastaliktir.”" Sarkoidoz ve SjS birlikteligi, or-

Tablo 1.  Amerika-Avrupa uzlasi grubu Sjogren sendromu siniflama kri-
terleri.
Subjektif bulgular

e GOz semptomlari (Asagidaki sorulardan en azindan birisine pozitif cevap)
- En az 3 aydir her giin g6z kurulugunuz olur mu?
- Sik sik gozlintize ¢cop veya kum kacmis hissi oluyor mu?
- GUnde 3'den fazla gozyasl damlasi kullaniyor musunuz?

e Oral semptomlar (Asagidaki sorulardan en azindan birisine pozitif cevap)
- 3 aydan daha fazla stredir her gin agiz kurulugu hissediyor musunuz?
- Tekrarlayici veya surekli tukrik bezi sisligi var mi?

- Kuru gidalar yutmak icin siklikla sivi almak zorunda kaliyor musunuz?

Obijektif bulgular

o Go6z semptomlari (Géz tutulumunun objektif kanitlan. iki testten en az
birisinin pozitif olmasi)
- Schirmer testi: Anestezisiz uygulanacak (=5 mm/5 dk)
- RoseBengal testi

Histopatoloji: (Mindr tikriik bezlerinde fokal lenfositik sialadenit)
Fokus skoru =1: Lenfosittik fokus olarak tanimlanan normal gortntmit
mukozanin asinuslari ve 50'den fazla lenfosit iceren her bir 4 mm?lik
glanduler dokuda deneyimli bir uzman tarafindan degerlendirilmeli

Tukrik bezi tutulumu: (Asagidaki testlerden en az 1 tanesi pozitif olmali)
- Uyarilmamis tukrik salgisi (<1.5 ml/15 dk)

- Parotissialografisi ile difflizsialektazi (obstriksiyon olmadigi kanitlanir)

- Parotis sintigrafisi (gecikmis uptake, azalmis konsantrasyon)

e QOtoantikorlar: AntiRo(SS-A), Anti La (SS-B) veya her ikisi

Primer SS tanisi icin

e 6 kriterden 4'0 pozitif ise (Histopatoloji ya da seroloji mutlaka olmali)
o 4 objektif kriterin 3't varsa (Ill, IV, V, VI)

Sekonder SS tanisi icin

e lyi tanimlanmis baska bir konnektif doku hastaligi ile birlikte iken
e | veya Il've; Ill, IV ve V'den 2 tane ilave olursa




tak bir etiyopatogenezi diigtindirebilir ve/veya tamamen
bir tesadiifi birliktelik olabilir.

Sonug olarak, bu bildiride parotis bezi sigligi ile bag-
vuran ve yapilan tetkikler sonucu sarkoidoz tanist alan bir
olguyu rapor ettik. Ekzokrin bez tutulusu, sarkoidozun
nadir, fakat 6nemli tutuluglarindan birisidir. Sikka semp-
tomlari ile prezente olabilir ve Sjogren sendromunu tak-
lit edebilir. Bu konuyu aydinlatacak, ¢cok sayida hastay:
iceren prospektif calismalara ihtiya¢ duyulmaktadir.
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