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Pregnancy in a patient with resistant ovary syndrome
— a case report
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Streszczenie
Zespot niewrazliwego pecherzyka (ZNP) i przedwczesne wygasanie czynnosci jajnikow (PWCJ) to postacie
hipogonadyzmu hipergonadotropowego. Gtdwne objawy obejmujg: pierwotny lub wtorny (przed 40 rokiem zycia)
brak miesigczki, niskie stezenia estradiolu, wysokie powyzej 401U/ml stezenie FSH w surowicy krwi. Stwierdzenie
pecherzykow jajnikowych jest podstawg rozpoznania ZNP i w przeciwienstwie do PWCJ stwarza szanse na cigze.
Opisano przypadek cigzy u 31 letniej pacjentki z wstepnym rozpoznaniem PWCJ, co byfo podstawg ostatecznej
diagnozy ZNP.

Stowa kluczowe: brak miesigczki / niedomoga jajnikéw / cigza /

Abstract
Resistant ovary syndrome (ROS) and premature ovarian failure( POF) represent two forms of hypergonadotropic
hypogonadism. Principal symptoms include primary or secondary amenorrhea (before the age of 40 years), low
levels of estradiol and elevated FSH (above 40IU/ml) in serum. The main difference is the presence of follicles in
ROS which is tantamount to the possibility of pregnancy. We present the case of pregnancy in a 31-year-old patient
who was initially diagnosed with POF, which was the basis of the final diagnosis of ROS.
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Wstep

Zespol niewrazliwego pgcherzyka (ZNP) i przedwczesne
zmu hipergonadotropowego. W ZNP pecherzyki jajnikowe nie
odpowiadaja na stymulacj¢ gonadotropinami, w przedwczesnym
wygasaniu funkcji jajnikow wyczerpaniu ulega pula pgcherzy-
kow jajnikowych. Mimo réznej etiologii obraz kliniczny obu jed-
nostek jest bardzo podobny [1, 2].

Glowne objawy obejmuja pierwotny lub czgsciej wtdrny
brak miesiagczki pojawiajacy si¢ przed 40 rokiem Zycia, niskie
poziomy estradiolu zwykle ponizej 30pg/ml, wysokie powyzej
40mIU/ml st¢zenie FSH w surowicy krwi [3]. Elementem rézni-
cujacym obie postacie niedomogi jajnikow jest obecnos¢ aparatu
pecherzykowego. Stwierdzenie komorek jajowych w tkance jaj-
nikowej jest podstawa rozpoznania ZNP i w przeciwienstwie do
PWC]J stwarza szansg na zaj$cie w ciazg. Przebieg kliniczny ZNP
jest trudny do przewidzenia ale wiadomo, Ze ciaze u kobiet z ZNP
zdarzaja si¢ niezmiernie rzadko. Ultrasonografia i badanie histo-
patologiczne nie zawsze pozwalaja na pewne zréoznicowanie ZNP
1 PWCI. Ciaza dowodzi obecnosci aparatu pgcherzykowego i jest
podstawa zmiany rozpoznania PWCJ na ZNP. Leczenie hipogo-
nadyzmu hipergonadotropowego sprowadza si¢ do odtwarzania
cykli miesigcznych przy pomocy estrogendw i gestagenow. HTZ
znosi objawy wazomotoryczne, zapobiega osteoporozie, korzyst-
nie wplywa na funkcje seksualne [4].

Opis przypadku

Opisano przypadek ciazy u 31 letniej pacjentki z zespotem
niewrazliwego pgcherzyka, ktora przez kilka lat stosowata hor-
monalng terapi¢ zast¢pcza z powodu rozpoznanego w 19 roku
zycia przedwczesnego wygasania czynnosci jajnikow.

Pacjentka pozostawata pod kontrola Poradni Ginekologii
Dziewczgceej z powodu zaburzen cyklu plciowego, ktore ujawni-
ty si¢ po 5 latach regularnego miesiaczkowania. Menarche wy-
stapito o czasie to jest w wieku 13 lat. Poczatkowo cykle ptciowe
byly regularne, krwawienia miesiaczkowe prawidlowe. W 18
roku zycia wystapit wtorny brak miesigczki. Wykonano probg
progesteronowa uzyskujac krwawienie po gestagenach. Po kilku
miesigcach ponownie doszlo do zatrzymania miesiaczkowania.
Ujemna proba progesteronowa byta powodem rozszerzenia diag-
nostyki. Oznaczono stezenie gonadotropin i estradiolu w surowi-
cy krwi. Wyniki badaf — niskie st¢zenie estradiolu 18,1pg/ml,
wysokie gondotropin FSH-58,2 IU/ml, LH- 65,5 IU/ml przy pra-
widtowych poziomach PRL-9,1ng/ml, T-0,34ng/ml wskazaty na
pierwotna niedomogg jajnikéw. Oznaczono poziomy B-endorfiny.
(Tabela I).

Badanie genetyczne nie potwierdzito anomalii chromosomo-
wych, wykazato prawidlowy kariotyp zenski 46,XX. Tomografia
komputerowa glowy wykluczyta patologic OUN. W badaniu usg
uwidoczniono prawidlowa macicg, watpliwosci budzita struk-
tura jajnikow — brak aparatu pecherzykowego, obecnos¢ poje-
dynczych, bardzo matych pecherzykow jajnikowych. Pacjentka
skierowana zostala na laparoskopi¢ diagnostyczna. Histopato-
logiczna ocena wycinkéw gonad potwierdzita obecnos¢ jedynie
tkanki tacznej wioknistej oraz pojedynczych komorek jajowych
w jednej gonadzie. Rozpoznano przedwczesne wygasanie czyn-
nosci jajnikéw. Wiaczono hormonalng terapi¢ zastgpcza. Z uwa-
gi na przebieg schorzenia tj. wystgpowanie nieprawidtlowych
krwawien oraz wysokie stgzenia estradiolu w surowicy krwi —
252pg/ml w czasie substytucji hormonalnej co budzito podejrze-
nie hormonalnie czynnego guza, pacjentk¢ ponownie skierowano
na laparoskopi¢. Wynik badania histopatologicznego — utkanie
jajnika z dos¢ licznymi pecherzykami pierwotnymi byt podstawa
weryfikacji rozpoznania oraz ustalenia ostatecznej diagnozy ze-
spotu niewrazliwego pecherzyka. Podjeto decyzjg o stosowaniu
hormonalnej terapii zastgpczej jedynie w okresach wtdrnego bra-
ku miesiaczki i wycofywaniu si¢ z leczenia w czasie powracania
czynnosci jajnikow. Badania hormonalne — wykazywatly znaczne
wahania poziomow gonadotropin i estradiolu. (Tabela I).

W 1998 roku podczas przerwy w terapii hormonalnej,
w zwiazku ze spontanicznym powrotem funkcji jajnikow,
w wieku 31 lat pacjentka zaszta w ciazg. Przebieg ciazy byl niepo-
wiktany. W 39 tygodniu ciazy droga cigcia cesarskiego urodzita
zdrowego syna o masie ciata 4395g. Po ciazy i zakonczonym po-
logu nie obserwowano nawrotu samoistnych krwawien miesiacz-
kowych, utrzymywaty si¢ niskie st¢zenia estradiolu — 16,5pg/ml
1 wysokie follikulotropiny — 75,2 IU/ml.

Dyskusja

Zespol niewrazliwego pecherzyka (ZNP) to posta¢ hipogo-
nadyzmu hipergonadotropowego. Obraz kliniczny zespotu zbli-
zony jest do obrazu przedwczesnego wygasania czynnosci jaj-
nikéw (PWCJ) co bywa przyczyna trudnosci diagnostycznych.
Oba zespoly charakteryzuje: brak miesiaczki, czgsciej wtorny
u kobiet przed 40 rokiem zycia, rzadziej pierwotny oraz wysokie,
powyzej 40IU/ml stezenie FSH i niskie ponizej 30 pg/ml st¢Zenie
estradiolu w surowicy krwi [3].

W opisanym przypadku brak miesiaczki miat charakter wtor-
ny, wystapil po 5 latach regularnego miesiaczkowania. Stgzenia
gonadotropin, estradiolu wykazywaty znaczne wahania i po-
twierdzaty wystgpowanie okresow niedomogi jajnikow — braku
miesigczki 1 prawidtowej funkcji objawiajacej si¢ normalizacja
cyklu ptciowego.

Tabela I. Stezenia FSH, LH, E, B-EF u pacjentki ZNP.

1987 1988 1989 1991 1993 | 1996 | 1998 | 2001
FSH IU/ml | 58,2 | 26 37 | 406 | 89 | 711 | 969 | 325 | 105 | 752
LH IU/ml | 657 | 30,8 87 | 728 | 10,4 | 112 | 788 16,2
Epgml | 181 | 20 | 252 | 106 | 46 | 218 | 210 | 552 | 87,9 | 114,7 | 26,5
B-EFpg/ml | 720 840 700
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Cigza u pacjentki z zespotem niewrazliwego pecherzyka.

Elementem réznicujacym obie postacie hipogonadyzmu hi-
pergonadotropowego jest obecno$¢ w gonadach pecherzykow
jajnikowych. Brak pecherzykdéw — charakterystyczny dla PWCJ
—wyklucza ciazg, potwierdzenie ich obecnosci jest podstawa roz-
poznania ZNP i w przeciwienstwie do PWCJ stwarza szansg uzy-
skania ciazy, cho¢ w praktyce zdarza si¢ to niezmiernie rzadko.
Jedyna skuteczna metoda uzyskania cigzy w przypadku PWCJ
jest zaptodnienie pozaustrojowe komorki jajowej pochodzacej od
dawczyni [5, 6].

Ocena pecherzykéw jajnikowych mozliwa jest w oparciu
o badanie ultrasonograficzne lub histopatologiczne wycinkow
gonad. Rutynowo wykonywane badanie usg pozwala na oceng
struktury jajnikow i potwierdzenie obecnosci pgcherzykow jaj-
nikowych. Nalezy pamigtac, ze ultrasonografia wykrywa pgche-
rzyki wzrastajace a nie pierwotne. Dlatego brak aparatu pgche-
rzykowego w jajnikach stwierdzony podczas badania usg nie jest
wystarczajacym warunkiem rozpoznania PWCJ.

Wielokrotne badania usg narzadu plciowego wykazaty nie-
prawidtowa strukturg jajnikow z obecnoscia pojedynczych, bar-
dzo matych pgcherzykow jajnikowych. Brak prawidtowego apa-
ratu pecherzykowego, niejednoznaczny obraz ultrasonograficzny
byly powodem skierowania pacjentki na laparoskopi¢ diagno-
stycznag.

Laparoskopia z histopatologicznym badaniem wycinkéw
gonad pozwala na wykrycie pierwotnych pgcherzykéw jajniko-
wych. Jednak z uwagi na bardzo rzadkie wystgpowanie ZNP,
znikoma szans¢ na ciazg oraz jednakowy sposob postgpowania
— hormonalng terapi¢ zastgpcza — niezaleznie od rozpoznania
PWCIJ lub ZNP laparoskopia nie jest rutynowa i powszechnie za-
lecang metoda diagnostyczna u pacjentek z brakiem miesiaczki,
wysokim poziomem gonadotropin i prawidlowym kariotypem.
Ponadto nie mamy pewnosci, ze pobrane w czasie laparoskopii
wycinki pochodza z miejsc gdzie pgcherzyki wystepuja.

U opisywanej pacjentki dopiero druga laparoskopia wyko-
nana z powodu niejasnego obrazu klinicznego, podejrzenia guza
hormonalnie czynnego potwierdzita obecno$¢ w jajnikach apara-
tu pecherzykowego i ostateczne rozpoznanie ZNP.

Pomocne przy réznicowaniu obu jednostek moze okazaé si¢
oznaczenie poziomu 3 endorfiny, ktora blokuje generator pulsow
i jest jednym z mechanizméw odpowiedzialnych za gonadosta-
z¢ przedpokwitaniowa [7]. O wplywie endogennych opiatow
na czynno$¢ osi podwzgorze—przysadka—jajnik §wiadcza zmia-
ny stezenia p-endorfiny w cyklu piciowym [8]. Srednie stezenie
B-endorfiny w drugiej fazie cyklu jest wyzsze niz w fazie pierw-
szej. Wigksze stezenie B-endorfiny u kobiet z obecnoscia aparatu
pecherzykowego w stosunku do kobiet z PWCJ jest prawdopo-
dobnie zjawiskiem analogicznym do gonadostazy przedpokwi-
taniowej i moze by¢ pomocne w réznicowaniu obu postaci nie-
domogi jajnikow [7]. U badanej pacjentki st¢zenia f-endorfiny
w surowicy krwi byly wyzsze niz $rednie stezenia stwierdzane
u zdrowych kobiet z zachowana prawidlowa czynno$cia jaj-
nikow, u kobiet w okresie okotomenopauzalnym oraz u kobiet
przedwczesnym wygasaniem czynnosci jajnikow [8].

Brak pewnej, powszechnie stosowanej metody réznicujacej
obie postacie hipogonadyzmu hipergonadotropowego moze by¢
przyczyna btgdnej kwalifikacji pacjentek z ZNP do grupy PWCJ,
stad opisywane w pismiennictwie cigze u kobiet z PWCJ [9, 10].
Pomocne w réznicowaniu obu postaci niedomogi jajnikow moze
okaza¢ si¢ oznaczenie poziomu p-endorfiny [7, 8].
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Ciaza u pacjentki z PWCJ jest dowodem na obecno$¢ pe-
cherzykow jajnikowych i przeczy ich przedwczesnemu wyczer-
paniu, dlatego moze by¢ podstawa weryfikacji pierwotnego roz-
poznania PWC]J i ustalenia ostatecznej diagnozy ZNP.
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