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Submandibular Bezin Castleman Hastaligi

Castleman’s Disease of Submandibular Gland
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OZET

Castleman hastaligi (CH) veya anjiyofolikiler lenf nodu hiperplazisi lenf nodu hiperplazisine neden olan, nadir, benign,
etyolojisi bilinmeyen bir hastaliktir. Bu hastalik, hekimlerin cogu icin teshis ve tedavi yoniinden bir ikileme neden ol-
maktadir. Hastaligin kesin tanisi icin doku biyopsisi gereklidir. CH, submandibular bezi nadiren tutar. Boyun bélgesin-
de yerlesen solid formlarinin tedavisi cerrahi eksizyondur. Bu makalede, 42 yasinda bir kadin hastada submandibular
bez yerlesimli CH olgusu literatlr gézden gecirilerek sunulmustur. (Gazi Med J 2011; 22: 97-9)
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ABSTRACT

Castleman’s disease (CD), or angiofollicular lymph node hyperplasia, is a rare, benign disease of unknown etiology giv-
ing rise to lymph node hyperplasia. This disease creates both diagnostic and therapeutic dilemmas for most physicians.
Tissue biopsy is necessary for a definitive diagnosis. CD of the submandibular gland occurs very rarely. Surgery is the
treatment of choice for the solitary form in the neck region. We present a 42 year-old woman with CD of submandibular

gland together with the review of the literature. (Gazi Med J 2011; 22: 97-9)
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GiRis

Castleman hastaligi (CH) ilk kez 1954'de Benjamin
Castleman tarafindan tanimlanmistir (1). CH, lenfoid
dokunun masif blyiimesiyle karakterize nadir, iyi anla-
silamamis bir hastaliktir. Hastalik dev lenf nodu hiperp-
lazisi, anjiyomatoz lenfoid hamartom veya Castleman
lenfoma seklinde de isimlendirilebilir (2). Flendring
and Schillings (3) hastaligi iki temel, bir karisik patolojik
tipe siniflarken; Keller ve ark. (4) hyalin vaskiler, plazma
hicreli ve hyalin vaskuler-plazma hiicreli tipleri tanim-
lamistir. Hyalin vaskiler CH benign karakter gosterir.
Ancak, plazma hiicreli tipi daha agresiftir. Hastaligin

tek kitle ve multisentrik hastalik olmak tzere iki klinik
formu mevcuttur.

CH klinisyenler icin zor tani konulabilen hastaliklar-
dandir. Bunun nedeni hastaligin kendini 6zgil olmayan
belirtilerle gdstermesi ve bas boyundaki diger timor-
leri taklit etmesidir (2). CH, lenfadenopati yapan diger
sebepler arastirilip ekarte edildikten sonra dusunal-
melidir (5, 6). Kesin tani cerrahi eksizyon ile elde edilen
doku 6rneginin histopatolojik degerlendirilmesi ile elde
edilir. CH'In en ¢ok yerlestigi yer gogustdr (5, 7-9). Nadi-
ren boyuna yerlesebilir (7, 9-12). En iyi tedavi yaklasimi
konusunda ortak bir goriis yoktur. Bununla birlikte has-
talikla ilgili tecriibeler, hastaligin tek bir kitleyle kendini
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gosteren formunda cerrahinin, eksize edilemeyen veya multisentrik
tiplerinde ise kismi rezeksiyon, radyoterapi, kemoterapi, steroid te-
davisinin uygun oldugunu gostermektedir (5).

Bu makalede, sol submandibular bélgede iki yildir mevcut olan
kitle yakinmasiyla klinigimize miiracaat etmis 42 yasinda kadin bir
olgu sunulmustur. Hastadan elde edilen cerrahi eksizyon materya-
linin histopatolojik degerlendirmesi sonrasi CH tanisina ulagiimistir.
Olgunun klinigi ve patolojik 6zellikleri, hastaligin tani ve tedavisine
yaklasim literatlr esliginde tartisiimistir.

OLGU SUNUMU

Kirk iki yasindaki kadin hasta iki yildir sol submandibular bolgede
sislik yakinmasiyla klinigimize basvurdu. Hastanin bas boyun mua-
yenesinde submandibular bez bdlgesinde lokalize kitlenin 2x2 cm
boyutlarinda, sert, hareketli ve agrisiz oldugu tespit edildi. Kitlenin
Uzerini orten cilt dokusu normaldi. Kulak, burun, bogaz muayenesi
ve orofarenks panendoskopisinde patoloji tespit edilmedi. Sistemik
bir hastalik mevcut degildi. Hastaya ultrasonografi (USG) yapildi. USG
sonucu “Parotis derin porsiyonunda medialde 25x14 mm ve 12x7
mm boyutlarinda posteriorunda enhansman (akustik gticlenme) iz-
lenen kistik lezyonlar tespit edilmistir. Goriiniim kistik lenfadenopati
ile uyumlu ancak ince igne aspirasyon biyopsisi yapilmasi onerilir”
seklinde idi. Ince igne aspirasyon biyopsisi yapildi ve sonucu reaktif
lenfoid hiperplazi ile uyumlu olarak bildirildi. Tam kan sayimi, kan bi-
yokimyasi ve akciger grafisi sonuglari normaldi. Hasta genel anestezi
altinda opere edildi ve kitlenin biitlini ¢ikarildi. Operasyon spesime-
ninin histopatolojik degerlendirme sonucu Castleman Hastaliginin
hyalin-vaskiiler tipi ile uyumlu bulundu (Resim 1-3). Olgumuzun 2.5
yillik takip siiresi sonrasinda niiks tespit edilmedi.

TARTISMA

CH, hipervaskiler lenfoid hiperplazi ile karakterize, nadir go-
rilen, lenfoproliferatif bir hastaliktir. McCarty ve ark. (13) CH'ni kli-
nik siniflamasini yapmis ve hastaligi tek odakli ve multisentrik (cok
odakli) alt tiplerine ayirmislardir. Tek odakh tip genellikle tek bir kitle
seklinde kendini gosterir. Multisentrik tip ise en az bir bolgenin lenf
nodu grubunu tutar. Bunun yaninda klinik veya radyolojik bulgular
ilave lenfadenopati varligini gosterir. CH'nin en fazla yerlestigi bol-
ge sirastyla gogus (%63), karin boslugu (%12), ve aksilladir (%4) (7).
CH'nin sebebi bilinmemektedir. Altta yatan patogenetik mekanizma-
nin kronik enflamasyon, hamartomat6z degisim, immin yetmezlik
ve otoimmunite ile ilgili oldugu distnilmektedir. CH herhangi bir
yasta gorilebilir, ancak cogunlukla eriskin yasta ortaya ¢ikmaktadir.
Tutulum agisindan cinsiyetler arasi fark izlenmemistir. Keller'in orta-
ya koydugu kriterlere gore iki histolojik grup mevcuttur (4). Hyalin
vaskiler tip vakalarin %80-90'ini olusturur. Perifollikiiler dokudan
germinal merkezlerin icine radiyal olarak uzanan kalin, hyalinize
duvarlar ve kiictik kapillerlerin olusturdugu ag sisteminden olusan
interfolikiler vaskilarite ve anormal kiicuik folikiller ile karakterize-
dir (8, 14). Olgumuzun histopatolojik 6zellikleri hastaligin bu tipi ile
uyumluydu. Plazma hiicreli tip olgularin %10’unu olusturmaktadir ve
interfolikiller bolgede olgun plazma hiicresi kiimeleriyle karakteri-
zedir (14). Bu tip daha agresiftir ve hastalarin %50'sinde ates, halsizlik,
anemi, hipergamaglobdlinemi gibi sistemik bulgular gortilmektedir.
Hyalin vaskdler tiplerin sadece %3'linde sistemik bulgular izlenmek-
tedir (15). Bizim hastamizda sistemik bulgular mevcut degildi. Bo-

Resim 1. Kortekste genis mantle zonlarinin ¢evreledigi kiiglik invo-
lisyonel germinal merkez yapilari bulunan kigiik hyalinize lenfoid
foilkuller (H&EX100)

Resim 2. Genis parakortikal alanda lenfoid elemanlarin yaninda
postkapiller venul proliferasyonu dikkat cekmektedir (H&E X200)
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Resim 3. Lenfoid folikiil yapilarin ortalarinda duvarlari hyalinize
vaskiler yapilar ve bu yapilari konsantrik cevreleyen mantle zon
lenfositleri ile “onion skin” gérinimi (H&E X400)
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yunda lokalize CH nadir gorilir ve genellikle tek bir kitle seklinde
izlenir. Literattirde submandibular bolge yerlesimli (7, 8, 15) az sayida
olgu mevcuttur.

Kesin tani doku biyopsisi ile konulur. Ancak Bilgisayarli Tomografi
(BT), Manyetik Rezonans Goriintiileme (MRG) ve Ga-67 sintigrafi gibi
gorintileme metotlan tanida yardimcidir. USG akustik gliclenme ve
zayIf ekojenite izlenen kitle ile karakterizedir. BT'de hyalin vaskiler
tipler daha vaskiilarize olmasi nedeniyle, plazma hiicreli tiplere oranla
daha iyi sinirli, orta dereceden ileri dereceye kadar degisen kontrast
tutulumu gosteren homojen kitleler seklinde tarif edilmislerdir (16).
Casper (17) CH'dan sliphe edilen olgularin degerlendirilmesi ve tedavi-
siyle ilgili bir akis semasi dnermistir.Boyunda yerlesen hastalikta tedavi
cerrahi eksizyondur. Hyalin vaskdiler tiplerde eksizyonu takiben niiks
bildirilmemistir. Plazma hticreli tipler cerrahi sonrasi yakin takip gerek-
tirir ve sistemik kemoterapi gerekebilir. Sanz ve ark. (18) cerrahiden 11
ay sonra niiks eden bir olgu bildirmislerdir. Bizim olgumuzda cerrahi
eksizyondan sonraki 2,5 yillik takip stiresi sonrasinda niiks gortilmedi.

Cikar Catismasi
Yazarlar herhangi bir ¢cikar catismasi bildirmemiglerdir.
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