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De la hiperplazia limfoida
benigna a bazei limbii
la hipotiroidism iatrogenic
S| osteoporoza severa
de menopauza

From benign lymphoid hyperplasia of the tongue base to iatrogenic hypothyroidism
and severe menopausal osteoporosis

Introduction. The histological aspects described in
benign lymphoid hyperplasia (BLH) are rarely found

at the level of head and neck. The prognosis is usually
good but, for oncologic safety, the differential diagnosis
with a lymphoma needs to be established. For the cases
with lingual sites, the breathing or eating difficulties
may be similar with those from thyroid conditions. Aim.
We introduce a clinical case with symptoms potentially
caused by a polinodular goiter but who was also
diagnosed with a lingual tumor and other multiple co-
morbidities which are potentially pathogenic correlated.
Material and methods. The gynecological and
endocrine assessments are described. Results. A 69-year-
old female accused dysphagia and dyspneea at thr age
of 53. The endocrine assays revealed at that moment

an enlargement of thyroid volume which was partially
consistent with the symptoms. These investigations were
fulfilled with otolaryngology evaluation which pointed
a tumor of the tongue base. The biopsy confirmed BLH.
The goiter was periodically checked-up and 8 years

later she developed hyperthyroidism. Initially, she was
treated with thiamazole followed by total thyroidectomy
and later on thyroid substitution with levothyroxine
which was offered to her. Four years later, she suffered

a low-trauma fracture at the level of left distal radius
caused by osteoporosis, as confirmed by central DXA.

In order to treat this, intravenous therapy with anti-
resorbtive (ibandronate) was started once every 3
months (in association with vitamin D and calcium
supplements). The therapy was continued for four more
years without new fractures and with an improvement
at DXA scores. Conclusion. BLH of the tongue is
exceptional and needs to be differentiated from thyroid
pathology due to accuses. The menopausal context may
associate osteoporosis which is potentially related to
BLH or to the therapy of iatrogenic hypothyroidism.
Keywords: benign lymphoid hyperplasia, goiter,
hypothyroidism, menopausal osteoporosis

Abstract Rezumat

Introducere. Aspectele anatomopatologice descrise
in hiperplazia limfoidd benignd (HLB) sunt rar de-
celate la nivelul capului si al gdtului. Prognosticul
este de reguld bun, dar pentru siguranta oncologicd
este necesar diagnosticul diferential cu limfomul.
Pentru situatiile cu localizare linguald, tulburdrile

de respiratie sau alimentare pot fi similiare celor

din afectarea tiroidiand. Obiectiv. Sd prezentdm

un caz clinic cu simptome potential cauzate de o
gusd polinodulard, dar care a fost apoi diagnosticat
cu o tumord linguald si multiple alte comorbiditdti
potential corelate fiziopatogenic. Material si
metodad. Sunt expuse evaludrile ginecologice si
endocrine. Rezultate. Pacienta in varstd de 69 de
ani a acuzat disfagie si dispnee de la 53 de ani.
Examenul endocrin a decelat la acel moment o
tiroidd maritd de volum, partial superpozabild cu
simptomele. Investigatiile au fost completate cu
examenul otorinolaringologic, ce a reliefat o tumord
de bazad de limbd. Biopsia a confirmat HLB. Gusa a
fost controlatd periodic, iar dupd 8 ani s-a complicat
cu hipertiroidism. Tratamentul initial cu tiamazol a
fost urmat de tiroidectomie si substitutie ulterioard cu
levotiroxind. Patru ani mai tdrziu, pacienta a suferit
o fracturd de traumatism minim la nivelul radiusului
distal stdng, in context de osteoporozd, asa cum a
confirmat si DXA central. Pentru aceasta, s-a initiat
antiresorbtiv injectabil de tip ibandronat o datd la
trei luni (asociat cu suplimentarea vitaminei D si a
calciului). Terapia a fost continuatd pentru incd patru
ani, fdra a se inregistra noi fracturi, iar DXA a ardtat o
ameliorare. Concluzie. HLB a limbii este exceptionald
si necesitd diferentierea cu patologia tiroidiand,
avdnd in vedere acuzele. Contextul menopauzal
poate asocia osteoporozd, potential legatd de

HLB sau de terapia hipotiroidismului iatrogenic.
Cuvinte-cheie: hiperplazie limfoidd benignd,

gusd, hipotiroidism, osteoporoza de menopauza
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Introducere

Hiperplazia limfoida beninga (HLB) este o entitate
rard, la extremitatea superioard a corpului, precum
baza limbii (Sands si Newfik, 2011). Formele severe
pot induce tulburari respiratorii precum cele cauzate
de fenomenele similare tonsilare sau de dispneea ob-
structiva de cauza tiroidiani (Carnelio si Rodrigues,
2005). Leziunile linguale bogate in tesut limfoid in-
talnite la femeile in menopauza trebuie diferentiate
intre ele, de la aspectele maligne, precum limfoamele
primare, la benigne, precum pseudolimfoamele (care
nu necesita interventie agresiva), ale ciror morfotipuri
includ trasaturi comune cu hiperplazia limfoida sau
angiolimfoida, granulomul histiocitic atipic, granulomul
ulcerativ (de Vicente Rodriguez si col., 1991; Kabani
si col., 1988; del Rio si col., 1997). Tiroida ectopica
se poate prezenta ocazional la baza limbii, avind in
vedere traiectul de migrare intraembrionara (Santan-
gelo si col., 2015; Kumar si col., 2015; Cappelli si col.,
2006). Cazuri clinice foarte rare pot asocia fenomene
obstructive respiratorii care sa aiba o cauza duala:
tumora lingualj, respectiv gusa polinodulara (Ulug si
col., 2003; Kim si col., 2015). Decizia de interventie
majora este ghidata de severitatea simptomelor si de
rezultatele de la biopsie (Voyagis si col., 1995).

Obiectiv

Ne propunem si prezentam un caz internat pentru
simptome potential cauzate de o gusa polinodulara,
ulterior diagnosticat cu o tumora linguala. Pe parcursul
monitorizarii anuale, dimensiunile tumorii de limba
nu s-au modificat, in timp ce gusa a devenit toxicj,
necesitind interventie radicala. Pe parcursul anilor
de substitutie tiroidiana s-a adaugat diagnosticul de
osteoporoza severa.

Material si metoda

Acesta este un studiu de caz ce include testele gi-
necologice si endocrine precum cele legate de functia
tiroidiana sau capitalul osos, inclusiv prin utilizarea
Absorptiometriei Duale cu raze X (DXA) central care
furnizeazi scorul T (exprimat in deviatii standard
sau DS) pe baza densititii minerale osoase (DMO).
Consimtdmantul informat scris a fost obtinut de la
pacienta in 2016.

Rezultate

Pacienta, de 69 de ani, a acuzat disfagie si dispnee
intermitente, far3 un pattern specific, de la virsta de 53
de ani. A intrat la menopauza spontan, de la 45 de ani,
fara terapie de substitutie hormonali. Initial, acuzele
au fost considerate intr-un context mai amplu de tul-
burari vasomotorii de menopauza, dar s-a recomandat
si un bilant endocrin. Examenul tiroidian a relevat
gusi polinodulara, care nu explica deplin simptomele.
Functia tiroidiana a fost normali, fard autoimunitate.
S-arecomandat completarea investigatiilor, cu evalua-
rea otorinolaringologica, confirmind o tumora bazala
linguali. S-a practicat biopsie, cu confirmarea aspectelor
benigne de tip HLB.

Atat tumora linguala, cat si tiroidomegalia au fost
evaluate imagistic si dozimetric (pentru partea de en-
docrinologie) timp de cativa ani. Dupi aproximativ 8
ani, pacienta a dezvoltat hipertiroidism primar (gusi
polinodulara toxici). Dupa terapia initiala cu tiamazol,
pentru echilibrarea functiei tiroidiene, s-a practicat
tiroidectomie totala.

Examenul histopatologic a relevat aspecte folicu-
lare benigne. Hipotiroidismul iatrogen a necesitat
substitutie cu levotiroxina zilnici. TSH (hormonul
tireostimulant) s-a mentinut in parametrii normali, iar
fenomenele obstructive au fost diminuate considerabil,
dar 4 ani mai tirziu pacienta a suferit o fractura de
fragilitate la antebratul stang (cidere la traumatism
minim), confirmand osteoporoza de menopauza. DXA
lombar (L2-4) a aritat DMO de 0,869 g/cm?, scor T
de -2,5 DS, scor Z de -1,2 DS, DMO la nivelul colului
femural de 0,69 g/cm?, scor T de -2,7 DS, scor Z de
-1,3 DS, DMO la nivelul soldului total de 0,669 g/cm?,
scor T de -2,7 DS, scor Z de -1,3 DS, DMO la nivelul
treimii distale a radiusului de pe partea non-dominanta
de 0,491 g/cm?, scor T de -3,1 DS, scor Z de -1,4 DS
(figura 1). Pe 1anga substitutia tiroidiani si evaluarea
otorinolaringologica, s-a recomandat antiresorbtiv
de tip ibandronat intravenos (3 mg/3 ml), care a fost
administrat la fiecare trei luni (asociat cu suplimente
zilnice de vitamina D si calciu).

Pe parcursul urmatorilor 4 ani, evolutia a fost buna,
fira noi fracturi de traumatism minim, iar DXA a aratat
o ameliorare: DMO L1 -4 de 0,89 g/cm?, scor T de -2,3
DS, scor Z de -1,3 DS, DMO la nivelul colului de 0,717
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Figura 1. Examenul DXA central, care aratd scor de osteoporozd la o pacientd cu hipotiroidism iatrogen in tratament si hiperplazie limfoidd benignd la nivelul
bazei limbii; 1a. DXA lombar L2-4; 1b. DXA la nivelul colului femural; 1c. DXA la nivelul soldului total
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g/cm?, scor T de -2,3 DS, scor Z de -1,3 DS. Bilantul
imagistic si dozimetric periodic a fost recomandat
mai departe.

Discutii

Acest caz este important pentru trei aspecte majore,
care imbind mai multe specialititi: ginecologie, endo-
crinologie, otorinolaringologie, imagistica.

Primul punct este prezenta unei tumori linguale in
spatele cireia se afld un diagnostic rar, de tip hiperplazie
benigna limfoida.

Optiunile terapeutice sunt relativ limitate (precum
termoterapia cu radiofrecventa), dar pentru cazurile
cu fenomene obstructive de micd anvergura terapia
este conservativa (Nicoli si col., 2015; den Herder C si
col., 2006; Adkins si col., 1973). Pentru cazul de fat,
optiunea conservativa aleasa s-a dovedit utila, pentru
cd dimensiunile masei linguale nu s-au modificat con-
sistent de-a lungul timpului.

Al doilea aspect este asocierea dintre HPB si gusa
polinodulara ca patologie concurenta pentru feno-
menele obstructive; din punct de vedere endocrin,
prezenta unei tumorila baza limbii necesiti evaluarea
posibilitatii de tiroida linguala (care, avind in vedere
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biopsia efectuata, la aceasta pacienta a fost exclusa)
(Reed si Grant, 2014).

A treia observatie se referi la asocierea dintre hipo-
tiroidismul tratat si osteoporoza de menopauzi (daci
este incidentala sau nu). Date moderne ne arati ca,
propriu-zis, hipotiroidismul netratat nu este cauzi de
pierdere de masi osoasa, dar posibilitatea supradozarii
levotiroxinei, chiar si pe scurte perioade de timp, poate
cauza status hiperresorbtiv osos (Abrahamsen si col.,
2015; Abrahamsen si col., 2014; Leader si col., 2014).

Concluzie

HLB alimbii este exceptionala si necesita diferentierea
cu patologia tiroidiani, avind in vedere acuzele. Con-
textul menopauzal poate asocia osteoporozi, potential
legatd de HLB sau de terapia hipotiroidismului iatro-
genic. W

Conflict de interese: autorii nu au nici un conflict de
interese de declarat.

Multumiri: Multumim echipei interdisciplinare de medici
care au urmdrit pacienta in diverse centre medicale din Ro-
mdnia. De asemenea, mulgtumim pacientei.

11. Voyagis GS, Kyriakis KP, Roussaki-Danou K, Bastounis EA (1995). Evaluating
the difficult airway. An epidemiological study. Minerva Anestesiol,
61(12):483-9.

12. Nicoli TK, Gupta S, Kotecha B (2015). Radiofrequency thermotherapy in
the treatment of tongue base lymphoid hyperplasia: case report. J Laryngol
Otol, 129(4):398-402. doi: 10.1017/S0022215115000225.

13. den Herder C, Kox D, van Tinteren H, de Vries N (2006). Bipolar
radiofrequency induced thermotherapy of the tongue base: Its
complications, acceptance and effectiveness under local anesthesia. Eur
Arch Otorhinolaryngol, 263(11):1031-40.

14. Adkins KF (1973). Lymphoid hyperplasia in the oral mucosa. Aust Dent J,
18(1):38-40.

15. Reed JT, Grant CM (2014). Large mass on base of tongue. Diagnosis:
lingual thyroid. J Fam Pract, 63(10):603-5.

16. Abrahamsen B, Jgrgensen HL, Laulund AS, Nybo M, Bauer DC, Brix
TH, Hegedus L (2015). The excess risk of major osteoporotic fractures
in hypothyroidism is driven by cumulative hyperthyroid as opposed to
hypothyroid time: an observational register-based time-resolved cohort
analysis. J Bone Miner Res, 30(5):898-905. doi: 10.1002/jbmr.2416.

17. Abrahamsen B, Jgrgensen HL, Laulund AS, Nybo M, Brix TH, Hegedis
L (2014). Low serum thyrotropin level and duration of suppression as a
predictor of major osteoporotic fractures-the OPENTHYRO register cohort.
J Bone Miner Res, 29(9):2040-50. doi: 10.1002/jbmr.2244.

18. Leader A, Ayzenfeld RH, Lishner M, Cohen E, Segev D, Hermoni D (2014).
Thyrotropin levels within the lower normal range are associated with an
increased risk of hip fractures in euthyroid women, but not men, over
the age of 65 years. J Clin Endocrinol Metab, 99(8):2665-73. doi: 10.1210/
jc.2013-2474.

Reclama GR13(03)0110 ~

B Anul IV ¢ Nr. 13 (3/2016)



