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Castleman Hastaligimin Eslik Ettigi Pulmoner Hyalinize Graniilom:
Nadir Bir Olgu Sunumu

Pulmonary Hyalinizing Granuloma with Castleman’s Disease: A Unique Case Report
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Bu makale 25-29 Eylil 2016 tarihinde, Koln, Almanya’da diizenlenen “XXXI International Congress of the International Academy of Pathology and the
28™ Congress of the European Society of Pathology” kongresinde poster bildirisi olarak sunulmustur.

OZET

Amac: Pulmoner hyalinize grantilom, antijenik uyariya kars: gelisen abartih bir immun cevapla iliskili nadir bir akciger hastaligidir. Literattirde
saptayabildigimiz yalnizca bir adet Castleman hastaliginin eslik ettigi pulmoner hyalinize grantilom olmasi nedeniyle bu nadir olguyu klinik,
radyolojik ve histopatolojik bulgular ile sunmay1 amacladik.

Olgu: Diyare ve kuru oksurtk sikayetleri ile basvuran 20 yasindaki erkek hastanin radyolojik incelemesinde bilateral multipl pulmoner nodiiller,
mediastinal, hiler ve mezenterik lenfadenomegaliler goruldii. Sarkoidoz ve metastaz on tanilan ile alinan pulmoner nodul ve pretrakeal lenf
nodulunun histopatolojik incelemesinde sirastyla pulmoner hyalinize grantlom ve Castleman hastaligi tanist kondu.

Sonuc: Pulmoner hyalinize graniilom radyolojik olarak, metastaz ya da sarkoidoz gibi benign hastaliklarla karisabilmektedir. Pulmoner hyalinize
granilom ve iligkili immunolojik hastaliklarin dogru tanisi icin histopatolojik degerlendirme gerekmektedir.

Anahtar Sozciikler: Pulmoner hyalinize grantilom, Castleman hastalig), IL-6

ABSTRACT

Aim: Pulmonary Hyalinizing Granuloma is an uncommon lung disease suggested to be associated with an exaggerated immune response to an
antigenic stimulus. In the literature, only one case of Pulmonary Hyalinizing Granuloma with Castleman’s Disease has been reported as far as
we could find. We aimed to present this rare case with clinical, radiologic and histopathological findings.

Case: Twenty years old male who admitted with diarrhea and dry cough revealed bilateral multiple pulmonary nodules, mediastinal, hilar and
mesenteric lymphadenopathies. Histologic examination of biopsies from pulmonary nodule and pretracheal lymph nodule with prediagnoses
of sarcoidosis and metastasis revealed Pulmonary Hyalinizing Granuloma and Castleman’s Disease, respectively.

Conclusion: Pulmonary Hyalinizing Granuloma can be misdiagnosed as metastasis or other benign diseases like sarcoidosis, radiologically.
Histopathologic evaluation should be performed for the correct diagnose of PHG and the associated immunological disease.
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bulgular ile sunuldu.

OLGU SUNUMU

[k defa 1977’de Engleman ve ark. tarafindan tariflenen pul-
moner hyalinize grantlom (PHG), cogunlukla bilateral mul-
tipl nodullerle, nadiren soliter nodul ile prezente olan ender

gortlen bir pulmoner patolojidir. Patogenezde cesitli antijen- Kuru oksuruk ve halsizlik sikayetleri ile Gogus Hastaliklar

lere karst hiperimmun reaksiyon sorumlu tutulmaktadir (1).
Simdiye kadar literatiirde sadece bir adet Castleman hastaligi
birlikteliginde PHG olgusu bulunmaktadir. Literattirde ikinci

bolumune basvuran 20 yasinda erkek hastanin cekilen akci-
ger grafisinde ve torako-abdominal bilgisayarli tomografisinde
bilateral pulmoner noduller, mediastinal ve hiler konglomere

(J Curr Pathol. 2020;1:5-7.)
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lenfadenomegaliler goruldu (Sekil 1A,B). Metastaz 6n tani-
siyla cekilen PET/BT’ de orta derecede F-18 FDG tutulumu
gosteren hepatosplenomegali (SUVmax: dalak: 4,4; karaciger:
2,7); karaciger ve dalagin hilar bolgelerinde, peri-pankreatik
ve para-aortik bolgelerde multipl lenf nodlar (SUVmax: 2,7)
saptandi. Testis muayenesini de iceren fizik muayenesinde
ozellik izlenmedi. Laboratuvar bulgularinda anemi (Hgb: 10,6
g/dl, Het: %34,7) ve artmus eritrosit sedimentasyon hizi (ESR:
91mm/sa) dikkati cekti. C- reaktif proteini 18,2 mg/dl, total
protein 9.8 g/dl, albumin 1,29 g/dl idi. IgG (7792,00 mg/dl)
ve IgA (451 mg/dl) yuksek; IgM ve IgE normal seviyelerin-
deydi. Anti-SSB, anti-CCP, anti-sentromer antikorlar1 pozitif;
antintikleer antikor, anti-SSA, anti- SM, anti- Scl70, anti- RNP
negatifti. Akciger sag ust lob ve sol orta lob parankiminden
yapilan mediastinoskopik biyopside lamine eozinofilik hya-
linize materyal iceren c¢ok sayida ve cesitli buyukluklerde
eozinofilik noduller dikkati cekti (Sekil 2A). Bu noduller
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yogun plazma hiicreleri ve lenfositlerle cevrili idi (Sekil 2B).
Tariflenen eozinofilik materyal nedeniyle amiloidoz 6n tani-
sina yonelik histokimyasal yontem ile uygulanan Kongo red
ve Kristal viyole boyalari ile amiloid reaksiyonu negatif sonu¢
verdi. Ayrica, PAS, GMS ve Asit fast boyalart ile spesifik enfek-
siyoz ajana rastlanmadi. Yogun lenfoplazmasiter infiltrasyon
nedeniyle ayirici taniya plazma hucreli neoplazi ve marjinal
zon lenfoma da alindi ve ayirici taniya yonelik immunohisto-
kimyasal yontem ile uygulanan kappa ve lambda ile plazma
hucrelerinde poliklonal boyanma goruldu. Bu histopatolojik
ve immunohistokimyasal bulgular ile PHG tamsi konuldu.
Pulmoner hyalinize grantloma eslik edebilecek bir hema-
tolenfoid hastagi dislamak i¢in paratrakeal ve servikal lenf
nodiillerinin eksize edilmesine karar verildi. Bu lenf nodille-
rinin histopatolojik incelemesinde ise cok sayida plazma huc-
resinin goruldugu hiperplastik germinal merkezler ve inter-
follikuler alanlarda hipervaskiilarite izlendi (Sekil 3). Plazma

Sekil 2: PHGde izlenen yogun plazma hiicreleri ile cevrili, ip benzeri lamellar hyalin materyalin noduler birikimi
[Hematoksilen ve Eozin, x100 (A), x400 (B)].
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Sekil 3: Lenf nodu biyopsisinde hiperplastik germinal alanlar iceren
follikuller ve interfollikiler alandaki plazma hucreleri gorulmekte
(Hematoksilen ve Eozin, x200).

hucreleri kappa ve lambda ile poliklonal boyand: ve HHV-8
negatif idi. Bu bulgular ile Castleman hastalig1 tanis1 konuldu.
Hastanin aydinlatilmis onam ile bilgilendirilmesinin ardindan
hastaya Rituximab iceren 4 kur kemoterapi rejimi uyguland.
13 aydir devam eden Tocilizumab tedavisiyle hastamiz stabil
seyretmektedir.

TARTISMA

PHG nadir gorulen benign bir hastaliktir. Hastalar genellikle
asemptomatiktir ya da hafif semptomlarla basvururlar. Klinik
prezentasyonuyla uyusmayan radyolojik bulgulari, metastatik
neoplaziyi taklit edebilecegi gibi sarkoidoz, nodtiler amiloidoz,
romatoid noduller, plazma hiicreli grantlom ile de karsabilir.
Kesin tam histopatolojik  degerlendirme ile konulur.
Histopatolojide ayirict tanida nodiler amiloidoz yer almahdir.
Ayiricl tanty1 yapabilmek icin kongo red polarizasyonla birlikte
calisilmalidir; cinkt PHG” de Kongo red ile soluk boyanmaya
rastlanabilirken cift kiricilik goralmemistir (2).

PHG’ nin etiyolojisi tam olarak bilinmemektedir. Raporlanmis
bir¢ok olguda otoimmiin hastalik olsun ya da olmasin pozitif
otoimmun seroloji varhg gorulmustir. Bunun Histoplazma
ya da Mikobakterium gibi patojenlerin antijenlerine
karst gelismis hiperimmiin reaksiyondan kaynaklandig
dustunilmektedir (1). Bunun yani sira, PHG iliskili bircok
hastalk  raporlanmistir.  Patogenezinden enfeksiyonlar
(Aspergillus, HIV/AIDS), romatoid artrit, Sjogren hastaligi,
multipl skleroz, posterior uveit, sklerozan mediastinit,
retroperitoneal fibrozis, idiopatik trombositopenik purpura
gibi immunolojik hastaliklar ve neoplaziler (kiictik lenfositik
lenfoma ve papiller tiroid kanseri) gibi bircok antijenik uyariya
karst gelismis abartill immun yanit sorumlu tutulmaktadir
(3-9). Bunlann otesinde, simdiye kadar yalnizca bir adet
Castleman hastalig iliskili PHG rapor edilmistir (2). Castleman
hastalig1 etiyolojisi bilinmeyen, multisentrik lenfoproliferatif
bir hastaliktir. Bu hastaligin ana laboratuvar bulgular artmis

Cilt 4, Say1 1, 2020; Sayfa 5-7

Giincel Patoloji Dergisi

eritrosit sedimentasyon hizi, anemi, hipergamaglobulinemi,
hipoalbuminemi, trombositopeni ve proteintridir. Bizim
olgumuz bu laboratuvar bulgulanndan ilk dordine sahip
idi. Multisentrik Castleman hastaligt (MCH) patojenezinde
IL-6" min temel bir yeri oldugu disuntlmektedir. IL-6, B ve
T lenfositler, monosit/makrofajlar, fibroblastlar, endotelyal
hucreler gibi cesitli hticre tipleri tarafindan tiretilen pleiotropik
lenfokindir. Aktive B lenfositlerin plazma hiicresine terminal
diferansiyasyonunda oénemli bir faktordur (10). Bu da MCH’
nin farkh belirtilerini aciklayabilmektedir. Biz, bu olgumuzda
serum IL-6 seviyelerini degerlendiremedik.

Bizim olgumuz PHG ye plazma hticreli Castleman hastaligi-
nin eslik etmesi ve de genc bir hastada gorilmesi ile literatir-
de bu ozelliklere sahip ikinci olgu olarak yerini almistir. PHG
nadir gorilen, benign bir hastaliktir ve pulmoner hastaliklarin
taklitcisidir. Diger hastaliklarla ayirici tanisi yalnizea histopa-
tolojik degerlendirme ile yapilabilmektedir. PHG cogunlukla
primer tan degildir; hastalar immunolojik hastaliklar ve ne-
oplazi acisindan detayh bir sekilde arastirilmahdir.
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