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Opis przypadku * Case report

Chloniak nieziarniczy jako wtorny nowotwor po terapii chrzestniakomi¢saka
u 9-letniego chlopca - opis przypadku

Olga Zajac-Spychata!, Katarzyna Derwich!, Katarzyna Mazur-Melewska?,
Jacek Wachowiak!

Wraz ze wzrostem odsetka dzieci wyleczonych z choroby nowotworowej, coraz bardziej istotny staje si¢ problem odleglych
nastepstw leczenia, w tym wtdrnych nowotworow. Pomimo rosngcego zainteresowania tym tematem, wcigz brak wystarcza-
Jjacych danych na temat wplywu leczenia pierwszego pierwotnego nowotworu na powstawanie kolejnych nowotworow. Celem
niniejszej pracy byla prezentacja przypadku 9-letniego chlopca, u ktorego rozpoznano chrzestniakomiesaka lewej kosci strzal-
kowej, a nastgpnie B-komorkowego chioniaka nieziarniczego, uznanego za wtorny nowotwor.

Non-Hodgkin lymphoma as a secondary malignancy in a 9-year old boy
after previous therapy for chondrosarcoma — a case report

Parallel with achieving improved survivals, the number of patients who have been successfully treated for one cancer
and develop a secondary malignant neoplasm (SMN) increases. Despite SMN-orientated research the exact influence of
anticancer therapy on their development is still unclear. The aim of this paper is to present the case report of a 9-year old boy
with chondrosarcoma of the left fibula who, after treatment for the primary tumour, developed a secondary malignancy —

B-cell ymphoma involving the skeletal system.
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Chrzestniakomigsak to nowotwor zlosliwy tkanki chrzest-
nej najczeSciej wystepujacy w obrebie tkanek tutowia
(zwtaszcza obreczy biodrowej) oraz blizszych czgsci kon-
czyn. Chrzestniakomigsaki stanowig 11% rozpoznan no-
wotworow ukfadu kostnego [1] i sg czeSciej rozpoznawa-
ne u starszych chorych, podczas gdy u pacjentéw w wieku
ponizej 20 lat stanowig rzadkos¢.

Roéwnolegle do osiggania dtuzszych przezy¢ u pa-
cjentow leczonych z powodu choroby nowotworowej,
zwigksza si¢ odsetek chorych, ktérzy zapadaja na nowo-
twory wtérne. Nowotwory te maja ogromne znaczenie
kliniczne dla ustalenia stosunku korzysci do ryzyka w le-
czeniu onkologicznym, tym niemniej pomimo szerokie-
go zainteresowania tym zjawiskiem nie wiadomo, w jakim
stopniu wezesniejsze leczenie przeciwnowotworowe wply-
wa na rozwo6j wtérnych nowotwordow.

Ponizej przedstawiono nietypowy przypadek chtop-
ca leczonego z powodu chrzgstniakomigsaka lewej kosci
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strzatkowej, u ktorego po zakoficzeniu terapii rozwinal
si¢ wtorny nowotwor - chtoniak z niedojrzatych limfocy-
tow B, przebiegajacy z zajeciem ukfadu kostnego.

Opis przypadku

U dziewigcioletniego chiopca stwierdzono guz koSci
strzatkowej lewej, utrzymujacy si¢ od okoto dwoch tygo-
dni. W wywiadzie nie stwierdzono zadnego urazu tej oko-
licy, ale na kilka dni przed pojawieniem si¢ masy guzo-
watej obserwowano uogodlnione ostabienie oraz goracz-
ke do 40° Celsjusza. Wyniki rutynowych badan hematolo-
gicznych oraz funkcji watroby i nerek, poziomy elektroli-
toéw nie odbiegaly od normy. Zdjecie rentgenowskie kon-
czyny dolnej lewej wykazato nieregularne pogrubienie
okostnej wzdtuz bocznej powierzchni kosci strzatkowe;j
oraz guz w tkankach migkkich (mig¢$niach) ze zwapnie-
niami. Badanie rezonansu magnetycznego (MRI) wyka-
zalo obecno$¢ masy guzowatej o wymiarach 7,6 x 3,6 cm
- hipointensywnej w obrazach T1-zaleznych i hiperinten-
sywnej w obrazach T2-zaleznych; ulegajacej wzmocnie-
niu po podaniu kontrastu. W badaniu scyntygraficznym
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Ryc. 1. Obraz rezonansu magnetycznego chrzgstniakomigsaka w lewym podudziu

stwierdzono zwigkszony wychwyt radioizotopu w opisy-
wanym obszarze. Wykonano biopsj¢ guza; material wy-
barwiono rutynowo hematoksyling i eozyng i postawiono
rozpoznanie chondrosarcoma periosteale reg. fibulae sini-
stri G2/G1. Rozpoznanie to zostalo potwierdzone w Za-
ktadzie Chirurgii Ortopedycznej Uniwersytetu Medycz-
nego w Wiedniu. Wigczono chemioterapie wielolekowa
wedtug schematu VIDE zgodnie z zaleceniami EORTC,
z adriamycyng (ADM), cisplatyng (CDDP) oraz kardiok-
sanem (celem zapewnienia kardioprotekcji). Chory od-
powiedzial na leczenie, ale obserwowano wczesne powi-
ktania chemioterapii, takie jak zapalenie blony §luzowe;j
jamy ustnej, leukopenia, matoptytkowos¢ oraz niedokrwi-
sto$¢. Nie zastosowano radioterapii; usuni¢to guz w ob-
rebie zdrowych tkanek oraz kontynuowano chemiotera-
pi¢, niemniej dawki lekow podane w trakcie ostatnich
dwoch kurséw leczenia chemicznego zostaly zredukowa-
ne o 20% z powodu powiktan hematologicznych. Po za-
konczeniu leczenia wykonano kontrolne badania obrazo-
we, nie stwierdzajac nawrotu choroby, ale juz trzy miesia-
ce po zakoficzeniu chemioterapii w badaniach tomogra-
tii komputerowej (KT) i MRI stwierdzono hipodensyj-
na zmiang o wymiarach 3,4 x 1,1 cm w obrebie blizszych
przyczepdéw migsniowych lewego podudzia. Zmiana ta
zostala bezzwlocznie usunig¢ta chirurgicznie, a na pod-
stawie badania histopatologicznego stwierdzono wzno-
we chrzestniakomigsaka. Ze wzgledu na radykalny za-
bieg chirurgiczny i obserwowang poprzednio toksycznosé

leczenia, nie wiaczono dalszej chemioterapii. Dziesigé
miesi¢cy po usunigciu wznowy chrzestniakomigsaka wy-
konano scyntygrafie koSci i stwierdzono rozsiane zmia-
ny w obrebie calego ukfadu kostnego z zajeciem szpiku
kostnego, ktére potwierdzono wykonujac badanie histo-
patologiczne materialu pozyskanego na drodze trepano-
biopsji szpiku. Rozpoznano wtorny nowotwor — chionia-
ka nieziarniczego, immunofenotypowo odpowiadajace-
go chioniakowi z niedojrzatych komérek B. Wigczono le-
czenie zgodne z protokolem NB NHL-BFM 90. Pomimo
wystapienia wczesnych powiktan leczenia udato si¢ uzy-
skaé catkowita remisje kliniczng (przy zaledwie czeScio-
wej remisji w MRI). Ze wzgledu na stwierdzane w MRI
cechy progresji w trakcie leczenia chemioterapia podje-
to decyzje o intensyfikacji — zastosowano leczenie wedtug
protokotu ALL IC-BFM 2002 dla chorych o wysokim ry-
zyku, niemniej nie stwierdzono cech remisji. Ze wzgle-
du na ponowne pojawienie si¢ wczesnych powiktan che-
mioterapii, takich jak goraczka neutropeniczna, uszko-
dzenie watroby, hiperlipidemia oraz biegunka nie udato
sie podaé pelnego kursu intensywnej chemioterapii i za-
decydowano o przejSciu na chemioterapi¢ podtrzymuja-
ca, obserwujac stopniowe cofanie si¢ zmian w obrazach
MRI. W chwili obecnej pacjent zakonczyl leczenie pod-
trzymujace wedtug ALL IC-BFM 2002. W badaniu MRI
z listopada 20009 r. (tj. 44 miesigce od rozpoznania chto-
niaka) nie stwierdzono progresji ani nawrotu chtoniaka.



Rye. 2. Rozsiane zmiany w koSciach z zaj¢ciem szpiku kostnego.

Dyskusja

Chrzestniakomigsak jest uznawany za nowotwor wyste-
pujacy u osob dorostych. Rozpoznawany jest najczgsciej
pomiedzy 30 a 60 rokiem zycia [1-3]. Istnieje zaledwie
kilka doniesiefi dotyczacych wystgpowania chrzg¢stnia-
komigsaka u miodszych chorych. W niektérych donie-
sieniach sugerowano, ze rokowanie u dzieci z rozpozna-
niem chrzg¢stniakomigska jest gorsze niz u dorostych [3],
podczas gdy wedtug innych autoréw nie ma zaleznych
od wieku réznic odno$nie rokowania [1]. W odroznie-
niu od typowej dla wieku dorostego najczestszej lokali-
zacji chrzestniakomigsaka w obrebie obreczy biodrowe;j
Young i wsp. [3] podaja, ze u dzieci, tj. w przypadku nie-
dojrzatego uktadu kostno-szkieletowego, najczestsza lo-
kalizacja sa dystalne cze¢Sci koficzyn.

U mtodych pacjentéw nowotworem ztosliwym kosci
czestszym od chrzestniakomigsaka jest kostniakomigsak
chondroblastyczny, ktory wzigto pod uwage w rozpozna-
niu réznicowym u opisanego pacjenta. Kostniakomigsa-
ki chondroblastyczne charakteryzuja si¢ obecnoscia cyto-
logicznie atypowych osteoblastow i zaburzonych schema-
tow powstawania zwapnien. W materiale pozyskanym
z biops;ji stwierdzono obecno$¢ atypowych chondrocytow
w macierzy chondroidalnej oraz brak kostnienia. Roz-
poznanie histopatologiczne chrzestniakomigsaka zosta-
fo potwierdzone przez niezaleznych patologéw. Typowe
objawy kliniczne obejmuja bol i/lub obrzek. U opisane-
go przez nas chorego nie stwierdzano tego typu objawow.

Wtérne nowotwory stanowig najpowazniejsze pdzne
powiktania leczenia przeciwnowotworowego u dzieci [4].
Moga by¢ zwigzane z agresywna chemioterapia badz
wynika¢ z uwarunkowan genetycznych. Leki przeciwno-
wotworowe podawane w opisanym przez nas przypadku
mogly mie¢ wplyw na pojawienie si¢ wtornego chionia-
ka. Niektorzy autorzy podaja, ze leki przeciwnowotwo-
rowe, takie jak Srodki alkilujace, antracykliny oraz alka-
loidy Vinca (barwinka) moga wplywac na powstawanie
wtornych nowotworéw u chorych, ktorzy nie otrzymywali
radioterapii [5-7].

W przeciwienstwie do opisywanego przez nas
przebiegu choroby, u chorych pediatrycznych zazwy-
czaj obserwuje si¢ wystgpowanie nowotworow zlosli-
wych kosci jako schorzef wtornych do miejscowego
napromieniania z powodu chtoniakow. Rowniez czas
do pojawienia si¢ wtdrnego nowotworu jest w przypad-
ku opisanego przez nas chorego znamiennie krétszy, niz
zazwyczaj obserwowany okres kilku lat. Zajecie ukta-
du kostnego w przebiegu chioniaka z komoérek B row-
niez stanowi kazuistyke u chorych z rozsiang postacia
choroby.

W opisywanym przez nas przypadku diagnostyka
réznicowa byla wysoce skomplikowana. Remisje cyto-
logiczng osiagni¢to w odpowiednim momencie (+33
dzien), a jedynym badaniem pozwalajagcym na monito-
rowanie postgpu choroby byto badanie MRI. W opar-
ciu o wyniki badan obrazowych réznicowano obserwo-
wane zmiany z tkankg ttuszczowa obecna w szpiku kost-
nym. Pomimo agresywnej chemioterapii zmiany obser-
wowane w MRI postepowaly odwrotnie do procesu tera-
peutycznego, a w przerwach leczenia obserwowano cechy
remisji zmian radiologicznych. Co wigcej, kolejne bada-
nia biopsyjne pozyskiwane z koSci nie wykazywaly obec-
nosci komorek nowotworowych, w zwigzku z czym uzna-
no, ze zmiany obserwowane w MRI byly raczej zwigzane
z chemioterapia niz nawrotem chtoniaka.

Niezwykle rzadkie wystgpowanie chrzgstniakomigsa-
kéw u miodych chorych w potaczeniu z nietypowsq posta-
cig wtdrnego nowotworu uznano za kazuistyke. Niniej-
sza praca ma na celu podkresli¢, ze w przypadku kazde-
go chorego niezbedna jest bardzo doktadna i wnikliwa
diagnostyka.
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