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Pierwotny rak tarczycy w obrebie torbieli przewodu
tarczowo-jezykowego: opis dwach przypadkow

Primary carcinoma of the thyroid growing in thyreoglossal duct cyst:
presentation of two cases
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Streszczenie

Pozostalosci przewodu tarczowo-jezykowego (TGDR, thyroglossal duct remnants), najczesciej torbiele, sa najbardziej po-
wszechna postacig zaburzen rozwojowych tarczycy. W okoto 1-2% torbieli przewodu tarczowo-jezykowego dochodzi do
transformacji nowotworowej, przy czym w ponad 90% przypadkéw stwierdza sie raka brodawkowatego tarczycy.

W niniejszej pracy zaprezentowano dwa przypadki pierwotnego raka brodawkowatego tarczycy w obrebie TGDR u mlo-
dych dziewczat. Autorzy przedstawili zwigzane z tym rozpoznaniem problemy diagnostyczne i terapeutyczne oraz przy-
toczyli wspdlczesne poglady na postepowanie w podobnych przypadkach.

(Endokrynol Pol 2007, 58 (2): 164-167)
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Abstract

Thyroglossal duct remnants (TGDR), most often cysts, are the most common type of developmental abnormalities of the
thyroid gland. In about 1 to 2% of TGDR neoplastic transformation occurs. Papillary carcinoma of the thyroid may be
encountered in over 90% of such cases.

Two cases of primary papillary carcinoma of the thyroid in TGDR in young girls are presented. The diagnostic and thera-
peutic problems are shared, and up-to-date management guidelines in similar cases are discussed.

(Pol ] Endocrinol 2007; 58 (2): 164—167)
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Wstep

Pozostatosci przewodu tarczowo-jezykowego (TGDR,
thyroglossal duct remnants) sa najczestsza postacia zabu-
rzeh rozwojowych tarczycy, a powstajgce z nich torbiele
odpowiadaja za ponad 75% guzéw w linii posrodkowej
szyi u dzieci i okolo 7% u dorostych [1]. W okolo 62%
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przypadkow zawierajg one prawidlowa tkanke tarczy-
cy [2]. W okoto 1-2% torbieli przewodu tarczowo-jezy-
kowego dochodzi do transformacji nowotworowej 3, 4].
W 94% tych przypadkéw stwierdzano utkanie raka wy-
wodzacego si¢ z tyreocytow, najczesciej — raka brodaw-
kowatego tarczycy; pozostale przypadki stanowil rak
plaskonablonkowy [5]. Nigdy nie stwierdza sie raka rdze-
niastego, co wynika z embriogenezy torbieli. Od pierw-
szego opisu nowotworu zloSliwego w obrebie TGDR
w 1911 roku, w piSmiennictwie przedstawiono dotych-
czas okolo 200 takich przypadkéw [6], na ogol jako opi-
sy pojedynczych lub najwyzej kilkunastu chorych.

W niniejszej pracy przedstawiono dwa przypadki
raka brodawkowatego tarczycy, ktéry rozwinal sie
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w obrebie torbieli srodkowej szyi u mlodych dziewczat,
oraz zwigzane z tym rozpoznaniem problemy lecznicze.

Opisy przypadkéw

Przypadek pierwszy

Pierwszy przypadek dotyczy 10-letniej dziewczynki
(A.S.), skierowanej do Centrum Onkologii w Warsza-
wie w lipcu 2003 roku. W maju 2003 roku w dzieciecym
szpitalu rejonowym przeszla resekcje torbieli Srodko-
wej szyi wraz z fragmentem kosci gnykowej. W obre-
bie torbieli stwierdzono utkanie raka brodawkowatego
tarczycy. Konsultujacy patomorfolodzy w Centrum
Zdrowia Dziecka (CZD) opisali zmiane jako twor tor-
bielowaty wyscielany czesciowo nablonkiem walcowa-
tym i czesciowo plaskim, wewnatrz ktérego, i w ktdrego
Scianie, stwierdzono ogniska raka brodawkowatego
o morfologii raka tarczycy (ryc. 1). Przerzuty raka zna-
leziono w wezle chtonnym. W czerwcu 2003 roku, réw-
niez w CZD, przeprowadzono operacje calkowitego wy-
ciecia tarczycy i wezléw chlonnych szyi obustronnie.
Wycieto guz przerzutowy okolicy kosci gnykowej. Na
podstawie badania histopatologicznego utkanie raka
tarczycy stwierdzono wylacznie w lokalizacji kosci gny-
kowej. Pacjentke skierowano do Centrum Onkologii.
W sierpniu 2003 roku zastosowano leczenie jodem pro-
mieniotwdrczym 1311 o aktywnosci 50 mCi. Na scynty-
gramie poterapeutycznym uwidocznito si¢ gromadze-
nie radioizotopu w obrebie szyi, prawdopodobnie
w resztkowej tkance tarczycy, oraz fizjologiczne gro-
madzenie w obrebie zoladka, jelita grubego i pecherza
moczowego (ryc. 2). Nie stwierdzono ognisk patologicz-

Rycina 1. Rak brodawkowaty tarczycy w scianie torbieli przewodu
tarczowo-jezykowego, HE, (pow. 100 x)

Figure 1. Papillary carcinoma of the thyroid in the wall of
thyroglossal duct cyst, HE (100 x)
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Rycina 2. Obraz scyntygrafii poterapeutycznej 1311 pacjentki A.S.
Figure 2. Posttherapeutic 1311 scintigraphy, patient A.S.

nego gromadzenia jodu promieniotwérczego. W przed-
dzieni leczenia stwierdzono podwyzszone stezenie ty-
reoglobuliny w surowicy — 71,9 ng/ml przy nieozna-
czalnym stezeniu przeciwcial przeciw tyreoglobulinie
w warunkach stymulacji endogennym hormonem
tyreotropowym (TSH, thyroid stimulating hormone)
(316,0 mjm./1). Dziewczynce zalecono przyjmowanie
I-tyroksyny w dawce supresyjnej. W czasie dalszej ob-
serwacji stezenie tyreoglobuliny w okresie supresji TSH
bylo prawidlowe, natomiast po odstawieniu I-tyroksyny
stwierdzono podwyzszenie jej stezenia do 92,73 ng/ml
(TSH 274,0 mjm./l). Nie stwierdzono miejscowej wznowy
nowotworu w USG ani ognisk patologicznego gromadze-
nia jodu promieniotwérczego w badaniu scyntygraficz-
nym calego ciala. W tej sytuacji pacjentke skierowano na
badanie 18FG-PET w warunkach stymulacji endogennym
TSH. Nie wykazano obszaréw podwyzszonego metabo-
lizmu glukozy, ktéry moéglby przemawia¢ za wznowgq
nowotworu. Struktury, ktéra mogtaby wydziela¢ tyreoglo-
buline nie wykryto réwniez na podstawie przeprowadzo-
nych ostatnio USG szyi oraz tomografii komputerowej szyi
iklatki piersiowej. Pacjentke zakwalifikowano do powtér-
nego leczenia jodem promieniotwérczym.

Dziewczynka jest w dobrym stanie ogélnym, roénie
i rozwija sie odpowiednio do wieku.
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Przypadek drugi

Kobiete (5.M.) w wieku 19 lat skierowano do Cen-
trum Onkologii w sierpniu 2005 roku po operacji wy-
ciecia guza o najwiekszym wymiarze 5 cm z okolicy
podbrédkowej szyi. Przed operacja wykonano biopsje
cienkoiglowg, na podstawie ktdrej rozpoznano torbiel
srodkowa szyi zawierajacg rozrosty brodawkowate.
W badaniu histopatologicznym po operacji stwierdzo-
no w guzie utkanie raka brodawkowatego tarczycy,
ktéry rozwinat sie w obrebie TGDR, rozlegle nacieka-
jac tkanke taczng widknista i miesnie szkieletowe, oraz
przerzuty raka w dwoéch wycietych weztach chtonnych.
Rozpoznanie potwierdzono w Centrum Onkologii. We
wrzesniu 2005 roku pacjentka przebyla operacje tyre-
oidektomii calkowitej i limfadenektomii. W wycietej
tarczycy nie stwierdzono utkania nowotworowego.
W styczniu 2006 roku przeprowadzono leczenie jodem
1311 100 mCi. Na scyntygramie poterapeutycznym
uwidocznilo sie ognisko gromadzenia jodu promienio-
tworczego posrodkowo w okolicy podbrédkowej oraz
drugie ponizej w obrebie szyi, na lewo od linii posrod-
kowej (ryc. 3). Stezenie tyreoglobuliny w surowicy
w przeddzien podania aktywnosci terapeutycznej 1311
wynosilo 2,98 ng/ml, jednak podwyzszone stezenie
przeciwcial przeciwko tyreoglobulinie sprawia, ze wy-
nik ten jest niemiarodajny. Ze wzgledu na mtody wiek

Rycina 3. Obraz scyntygrafii poterapeutycznej pacjentki S.M.

Figure 3. Posttherapeutic 1311 scintigraphy, patient S.M.
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pacjentki odstapiono od uzupelniajacej radioterapii. Na
podstawie badan kontrolnych, w lipcu 2006 roku, nie
stwierdzono wskazan do podjecia dziatan leczniczych,
poza stosowaniem l-tyroksyny w dawce supresyjnej.

Omoéwienie

Torbiel przewodu tarczowo-jezykowego stanowi twar-
dy, niebolesny guz umiejscowiony w linii posrodkowej
szyi lub bocznie od niej, na ogét po stronie lewej [7].
Torbiel moze powieksza¢ sie na skutek powtarzajacych
sie standw zapalnych, zwlaszcza jesli zachowana jest
ciggloé¢ Swiatta TGDR z jamaq ustna.

Chociaz podstawowym badaniem diagnostycznym
zmian guzowatych w obrebie szyi jest badanie USG
uzupelnione o biopsje aspiracyjna cienkoiglowa (FNAB,
fine-needle aspiration biopsy), rak w obrebie TGDR jest
czesto rozpoznawany dopiero na podstawie badania
histopatologicznego [8, 9]. Przyczyna tego stanu rze-
czy jest ograniczona czulo$¢ diagnostyczna FNAB
zmian torbielowatych, aczkolwiek Miccoli i wsp. [10]
pisza o przedoperacyjnym rozpoznaniu raka w obre-
bie TGDR w 10 z 18 przypadkow.

Badanie ultrasonograficzne TGDR mozna uzupel-
ni¢ o tomografie komputerowgq lub badanie za pomoca
magnetycznego rezonansu jadrowego (MRI, magnetic
resonance imaging) szyi. Natomiast wykonywanie scyn-
tygrafii szyi jodem promieniotwérczym 1311 nie jest
uzasadnione, poniewaz komorek tarczycy w obrebie
torbieli jest zbyt malo, by mogly uwidocznié sie w tym
badaniu [9-11].

Prawidlowa metoda postepowania w przypadku
torbieli posrodkowej szyi zaréwno u dzieci, jak i u do-
roslych jest operacja metoda Sistrunka, czyli wyciecie
torbieli i przewodu tarczowo-jezykowego az do wyso-
koéci otworu Slepego jezyka, wraz z trzonem koéci gny-
kowej [12, 13].

Za kryteria rozpoznania pierwotnego raka przewo-
du tarczowo-jezykowego uznano: usytuowanie raka
w Scianie torbieli; wykazanie obecnosci nablonka pta-
skiego i oddechowego, co pozwala odrézni¢ TGDR od
innych struktur, oraz stwierdzenie prawidlowych ko-
morek tarczycy tworzacych pecherzyki w Scianie tor-
bieli. Obecnosci ognisk raka tarczycy w samym gruczole
nie uwaza sie juz dzi$ za kryterium wykluczajace [8, 9].

Wsréd autoréw wspodlczesnego pismiennictwa prze-
waza poglad, ze w przypadku raka tarczycy w obrebie
TGDR prawidlowy zakres leczenia operacyjnego obej-
muje operacje Sistrunka uzupelniong o tyreoidektomie
catkowita i elektywna limfadenektomie szyi [4, 8-10, 14,
15]. Ramirez i wsp. proponuja jednak, aby u chorych
przed 45. rokiem zycia, ktérzy nie byli w przeszlosci
poddani napromienianiu regionu glowy i szyi, u kt6-
rych nie stwierdza sie patologii w obrebie tarczycy ani
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przerzutdéw w obrebie wezléw chltonnych, najwiekszy
wymiar raka nie przekraczat 1,5 cm i nie zajmowat on
Sciany torbieli, a marginesy chirurgiczne byty wolne od
naciekéw nowotworu, leczenie operacyjne ograniczacé
do zabiegu Sistrunka. Mazzaferri za wymiar graniczny
raka przyjmuje 1 cm. Dalsze leczenie stanowilaby
w tych przypadkach supresja TSH, a obserwacja po-
winna polegaé na okresowej kontroli stezenia TSH oraz
na corocznym badaniu USG szyi [10, 15]. Postepowa-
nie to mozna poréwnac do uznanego za stuszne w przy-
padku mikroraka brodawkowatego tarczycy.

Zgodnie z wynikami analizy statystycznej 62 przy-
padkéw z piSmiennictwa, wykonanie tyreoidektomii
calkowitej nie wplywa na dlugos¢ zycia chorych, u kto-
rych rak tarczycy rozwinat sie w obrebie TGDR, w po-
réwnaniu z samga tylko operacja Sistrunka [13]. Luna-
-Otiz i wsp. przedstawiajg jednak przypadek chorego,
ktéry — poczatkowo leczony jedynie metoda Sistrun-
ka — zmart z powodu rozsiewu raka brodawkowatego
o punkcie wyjscia w $cianie TGDR [8].

Operacja Sistrunka i tyreoidektomia sg uzupelnia-
ne terapig jodem promieniotwérczym o aktywnosci 30—
—-100 mCi. W pojedynczych przypadkach stosowano ra-
dioterapie [8]. Nastepnie pacjentom zaleca sie przyjmo-
wanie l-tyroksyny w dawce supresyjnej (TSH 0,1-0,05),
a aktywnos¢ choroby okresla si¢ na podstawie okreso-
wo przeprowadzanych badan, podobnie jak u innych
chorych z rozpoznaniem raka tarczycy [8-10].

Rokowanie w przypadkach raka tarczycy w TGDR
uwaza sie za bardzo dobre w rozumieniu wplywu na
dlugos¢ zycia pacjentow w wieloletniej obserwacji
(7-24 lata) [8, 13], rzadko tez opisuje sie przypadki
wznowy nowotworu — najczesciej w obrebie wezléw
chlonnych szyi [6, 10]. Nie wiadomo jak rozwinie sie
sytuacja zdrowotna u opisywanych w niniejszej pracy
pacjentek. Mozna przyjac¢, ze u obu rak tarczycy roz-
winal sie w okresie dziecinstwa co, mimo dobrego ro-
kowania, wigze si¢ z bardziej agresywnym wzrostem
i wieksza czestoscia wznowy nowotworu [16].

Caloksztalt przedstawionego zagadnienia przema-
wia za tym, zeby torbiele przewodu tarczowo-jezyko-
wego, cho¢ na ogol nie stwarzajg zagrozenia onkolo-
gicznego, operowaé w mozliwie krétkim czasie po ich

stwierdzeniu. W przypadku wykrycia raka tarczycy
w obrebie torbieli zaleca si¢ postepowac zgodnie
z algorytmem leczenia tego nowotworu. Rzadziej
stwierdzany rak plaskonablonkowy nie stanowi wska-
zania do tyreoidektomii, cechuje sie jednak gorszym
rokowaniem, a chory wymaga limfadenektomii szyi
i radioterapii.
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