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Bilateral Diffiiz Lakrimal Bez Tutulumu: Sistemik
Sarkoidozun Ilk Bulgusu

Bilaterally Diffuse Lacrimal Gland Involvement: Initial Presentation of

Systemic Sarcoidosis
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Oz

Sistemik sarkoidozda orbital tutulum nadir gériilen bir durum olup, bu yazida sistemik sarkoidozun ilk bulgusu bilateral dev lakrimal bez
tutulumu olan bir olgu bildirilmigtir. Yirmi yaginda kadin hasta 6 aydir devam eden ilerleyici bilateral iist goz kapaZinda sisme sikayeti
ile bagvurdu. Hastanin tek patolojik bulgusu lakrimal bez bélgesine lokalize bilateral, simetrik, sert, lobiiler kitle varligiydi. Sistemik
muayenede bilateral parotid ve submandibular bezlerde sislik vardi. Orbitanin manyetik rezonans gériintiilemesinde maksimum ve
minimum kalinlig1 7 ve 11 mm olmak iizere bilateral lakrimal bezlerde simetrik, difiiz genisleme izlendi. Biyopsi bulgusu sarkoidoz ile
uyumlu geldi. Farkli ¢aligmalarda sistemik sarkoidozda lakrimal bez tutulumu bildirilmis olsa da, bu ¢aligmada ilk kez, sik izlenmeyen
bilateral difiiz dev lakrimal bez tutulumu bildirilmistir. Manyetik rezonans goriintiilemede normal lakrimal bez kalinlig1 ortalama 4-5
mm olup, bu olguda dev lakrimal bez tutulumu mevcut olup, bezin minimum kalinlif1 7 mm, maksimum kalinlig1 11 mm olarak
Sl¢iilmiistiir. Sarkoidozda orbital tutulum sik olarak izlenmese de, orbital kitlelerin ayirici tanisinda sarkoidoz yer almalidir.
Anahtar Kelimeler: Lakrimal bez, orbita, sarkoidoz

Abstract

Orbital involvement in systemic sarcoidosis is a rare condition. We report a case of orbital sarcoidosis with bilaterally huge lacrimal
gland involvement as the initial manifestation of systemic sarcoidosis. A 20-year-old woman admitted the ophthalmology department
with progressive bilateral upper eyelid swelling for 6 months. The only pathologic finding was the presence of bilateral, symmetrical,
solid, lobular masses at the lateral upper eyelids at the location of lacrimal glands. On systemic examination, bilateral parotid and
submandibular glands appeared swollen. Magnetic resonance imaging of the orbit revealed bilateral symmetrical diffuse enlargement
of the lacrimal glands with maximum and minimum thickness of 11 mm and 7 mm, respectively. The biopsy findings were compatible
with sarcoidosis. Although lacrimal gland involvement has been reported in different studies, we for the first time report an unusual case
with bilateral diffuse huge lacrimal gland involvement. Normal lacrimal gland thickness is approximately 4-5 mm in magnetic resonance
imaging, while our case had bilateral diffuse enlargement of lacrimal glands, which showed maximum and minimum thickness of 11
mm and 7 mm, respectively. Although orbital involvement is uncommon in sarcoidosis, it should be remembered in the differential
diagnosis of orbital masses.
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Giris

Sarkoidoz, bir ¢ok organ sistemini etkileyebilen idiyopatik,
multisistemik bir hastalikeir ve ¢ogunlukla pulmoner,
dermatolojik ve oftalmolojik tutulum ile karakterizedir. Ayirict
tanida onemli patolojik ozelligi kazeifikasyon gostermeyen
graniilomatéz  enflamasyondur.  Okiiler
caligmalarda 9%25-60 oranlarinda bildirilmigtir."? Okdiiler
sarkoidozun en yaygin goriilen belirtisi 6n {iveittir ancak tiim
orbital yapilarda tutulum goriilebilir. Orbital sarkoidozda en sik

tutulum  farkls

olarak lakrimal bez tutulumuna rastlanmaktadir."® Bu caligmada
sistemik sarkoidozun ilk belirtisi olarak goz kapagi ve lakrimal
bezlerde bilateral biiytime ve 6n orbital tutulum ile ortaya ¢ikan
orbital sarkoidoz olgusu sunulmaktadir.

Olgu Sunumu

Yirmi yaginda kadin hasta her iki iist goz kapaginda alt
aydir siiren ileri sisme gikayeti ile goz hastaliklar: klinigine
bagvurdu. Bagka herhangi bir oftalmolojik sikayeti yoktu. Fizik
muayenede agiz kurulugu ve nazal konjesyon mevcuttu. Hasta
burun tikaniklii nedeniyle 9 aydir triamsinolon (Nasacort)

nazal sprey kullanmaktayd:. Aile oykiisii olagandi. Hastanin
her iki gozde diizeltilmis en iyi gorme keskinligi 10/10 idi.
Biyomikroskobik muayenesinde belirlenen tek patolojik bulgu
lakrimal bezlerde yerlesimli {ist goz kapaklarinda bilateral,
simetrik, solid ve lobiiler kitlelerdi (Resim la). Propitozis
izlenmedi. Hastanin dilate fundus muayenesi olagandi. Her iki
gozde goz ici basinct 16 mmHg olarak dlciildii. Isifa pupilla
yanitt ve gtz hareketleri normaldi. Her iki gozde anestezi
uygulanmadan yapilan Schirmer testinin sonucu 1 mm/5 dakika
olarak bulundu.

Deri muayenesinde, kafa derisinde subkiitandz nodiiller
mevcuttu. Sistemik muayenede, bilateral parotis ve
submandibuler bezlerin biiyiik ve sismis oldugu izlendi (Resim
1b). Orbitanin manyetik rezonans goriintiilenmesinde (MRG);
iist goz kapaklari ve anterior orbitada tutulum oldugu ve
lakrimal bezlerin bilateral simetrik diffiiz biiyiime mevcuttu. Bu
bityiime T1 sekansl: goriintiilerdeki kas ile uyumlu yogunlukta
izointens ve T2 sekansli goriintiilerde hipointensti (Resim
2). MRG’de, lakrimal bezlerin en kalin ve en ince kalinliklar:
sirasiyla 11 mm ve 7 mm idi. Parotis ve submandibular bezler
ultrason ve MRG ile degerlendirildi. Boyun ultrasonografisinde,

Resim 2. Manyetik rezonans goriintiilemede lakrimal bezlerin bilateral simetrik diffiiz sekilde biiyiidiigii, anterior orbita ve tist gz kapaklarinda tutulum oldugu
izlenmekte: T1-agirlikli aksiyal goriintiilerde kas yapilar ile izointens sinyal (a); T2-agirlikli aksiyal goriintiilerde hipointens sinyal (b); T2-agirlikli sagittal goriintiilerde
hipointens sinyal (c) T2-weighted sagittal image
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parotis ve submandibuler bezlerde bilateral olarak heterojen
ve hipoekoik alanlar goriildii. Boynun MRG'sinde patolojik
bityiikliikte bilateral servikal lenf diigiimleri izlendi. Parotis ve
submandibuler bezlerde heterojen goriiniimlii bilateral genigleme
mevcuttu. Kesin tani igin, iist gz kapagindan yapilan insizyon
ile lakrimal bezin orbital lobundan biyopsi alindi. Mikroskobik
incelemede belirgin, nekroz olugturmayan graniilomlar goriildii
(Resim 3). Ehrlich-Ziehl-Neelsen boyamas: ile asidorezistan
basil goriilmedi. Lenfomanin ayirici tanist igin herhangi bir
laboratuvar testi yapilmadi. Ciinkii, ayirict tanida lenfomayi
duigtindiirecek ¢ok sayida ve atipik lenfoid hiicre mevcut degildi.
Biyopsi bulgular: sarkoidoz ile uyumluydu.

Hasta, akciger tutulumu agisindan gogiis hastaliklar:
béliimiine sevk edildi. Laboratuvar incelemesinde, anjiyotensin
konverting enzim seviyesinin 63 U/L’ye yiikseldigi bulundu. Kan
ve idrar kalsiyum seviyeleri normal sinirlardaydi. Tiiberkiilin
deri testi anerjik olarak degerlendirildi. Akciger grafisinde
bilateral hiler bolgede genislesme mevcuttu. Torasik bilgisayarl
tomografi goriintiilemede her iki akcigerde perilenfatik ve
peribronkovaskiiler nodiillerin yani sira bilateral hiler, subkarinal
ve aortopulmoner lenfadenopati goriildii. Solunum fonksiyon
testi sonuglar1 (spirometre ile maksimal ekspiratuvar akim ve
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difizyon kapasitesi testi) normal bulundu. Akciger tutulumu
i¢in herhangi bir tedavi 6nerilmedi.

Lakrimal bezlerde biiytime, goz kapaklart ve anterior orbital
tutulum nedeniyle hastanin gérme kapasitesi etkilendigi icin
hastaya 0,5 mg/kg/giin oral metilprednisolon bagland:. Hastanin
semptomlar: kisa siire iginde geriledi ve tedavinin 21. giiniinde
steroid dozu 4 mg/2 haftaya diisiiriildii. Hastaya 9 ay siire ile
uygulanan steroid tedavisi dozu azaltilarak kesildi ve takip eden
bir yil siireli izleminde herhangi bir niiks gézlemlenmedi (Resim
4). Tedavi sonrasinda, her iki gozde anestezi uygulanmadan
yapilan Schirmer testi sonucu 4 mm/5 dakika olarak bulundu.

Tartisma

Okiiler adneksiyal sarkoidoz genellikle lokal kitle olarak
bulgu vermektedir. Bu yazida sistemik sarkoidozun ilk bulgusu
olarak; orbital sarkoidoza bagli lakrimal bezlerde bilateral
genisleme, anterior orbita ve goz kapaginda tutulum gosteren
bir olgu sunulmustur.

Lakrimal bezler, orbital sarkoidozda en sik tutulum goriilen
orbita yapilaridir.*> Tan1 kriterlerindeki degiskenlik nedeniyle
lakrimal tutulumun prevalans: farklilik géstermektedir. Yapilan
iki biiyiik caligmada lakrimal tutulum orant %7 ve %15,8
olarak bildirilmigtir.*® Bu ¢aligmalarda, orbital sarkoidoz tanist
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Resim 4. a-b) Tedavinin 1. yilinda okiiler lezyonlarda 6nemli diizeyde gerileme gozlemlenmistir
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lakrimal bez genislemesi ve kuru goz semptomlarinin varligina
dayanmaktadir. Bununla birlikte, sarkoidoz patolojik bir tanidir,
bu sebeple kesin tani igin biyopsi yapilmasi 6nerilmektedir.

Sarkoidozun enflamatuvar dogasi nedeniyle, orbital
semptomlar genellikle orbita tutulumu gosteren diger
enflamatuvar hastaliklar ile benzerlik gosterir. Sjogren
sendromu, tiiberkiiloz, lenfoma ve immiinoglobiiliin G4 (IgG4)
ile iligkili Mikulicz hastalig:i sarkoidozun ayirict tanisinda
g6z ontinde bulundurulmas: gereken temel patolojilerdir. Bu
hastaliklar herhangi bir yasta izlenebilse de, gen¢ hastalarda
sarkoidozun ayirict tanisinda oncelikle tiiberkiiloz ve Sjogren
sendromu diisiiniilmelidir. Bu hastaliklarda bilateral tutulum
izlenebilir, genellikle lakrimal bezlerde 1 aydan daha uzun siireli
agrisiz genigleme mevcuttur. Klinik bulgular ve goriintiileme
yontemleri klinisyenleri yonlendirebilse de, kokeni bilinmeyen
orbital kitlelerde biyopsi yapilmas: gereklidir.

Sarkoidozun karakteristik histolojik ozelligi, epiteloid
histiyosit ve lenfositleri iceren kazeifikasyon gostermeyen
grantilom olusumudur. Cok cekirdekli dev hiicreler siklikla
goriiliir. Her ne kadar tiiberkiiloz da sarkoidoz gibi kronik
graniilomatoz enflamasyon ile karakterize olsa da, burada izlenen
graniilomlarda koagiilasyon nekrozu mevcuttur. Lenfomada
atipik lenfositlerin bulunmasi, IgG4 ile iligkili Mikulicz
hastaliginda IgG4 pozitif plazma hiicrelerinin bulunmast,
Sjogren hastaliginda lenfositten yogun periduktal ve perivaskiiler
enflamasyon ve intralobiiler fibroz varligi sarkoidozun ayirict
tanisina yardim eden temel faktorlerdir.”

Bu olgu sistemik sarkoidozun ilk bulgusu olarak lakrimal
bezlerde diffiiz genisleme, goz kapag: ve anterior orbital tutulum
gosterdigi icin Onem tagimaktadir. MRG normal lakrimal
bezlerin kalinli31 yaklagik olarak 4-5 mm olarak 6l¢iilmekeedir,?
ancak olgumuzda lakrimal bezler bilateral olarak yaygin sekilde
geniglemigti ve maksimum ve minimum kalinliklar sirasiyla 11
mm ve 7 mm olarak 6l¢iildii.

Her ne kadar sarkoidozda orbital tutulum nadir izlense de,
orbital kitlelerin ayirict tanisinda diisiiniilmelidir. Literatiirde
bildirilen ©nceki olgular ile karsilagtirildiginda bu olguda
izlenen lakrimal bez tutulumunun bilateral olmasi ve 6nemli
derecede biiyiik olmas: dikkat c¢ekicidir. Sarkoidoz tanist
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klinik, laboratuvar ve radyolojik incelemeler ile konulmali ve
histopatolojik inceleme ile dogrulanmalidir. Bu hastalarda tiim
organ ve sistemlerin taranmast ve tedavi kararinin tutulan organ
ve sistemlere gore verilmesi gerekmektedir.
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