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Lokalizirani oblik tenosinovijalnog
gigantocelularnog tumora gleznja
u adolescenta: prikaz slucaja

i pregled literature

Damjan Dimnjakovi¢', Tin Karakas?, lvan Bojanic¢?

Tenosinovijalni gigantocelularni tumor (TGCT) je rijetka benigna monoartikularna bolest koja zahvaca sinovijalnu ovojnicu zgloba,
tetive ili burze. Razlikujemo lokalizirani i difuzni oblik bolesti pri cemu je histoloska slika kod oba oblika jednaka. Stopa pojavnosti
lokaliziranog oblika TGCT-a (LTGCT) iznosi deset slucajeva na milijun ljudi od cega se u oko 5% svih slucajeva pojavljuje u gleznju.
Prikazan je rijedak slucaj pojave LTGCT-a u prednjem dijelu gleZnja u adolescentice koji se o¢itovao oteklinom i povremenim bolovi-
ma, napose pri sportskim aktivnostima. Na snimci magnetske rezonancije (MR) u prednjem je dijelu gleznja bila vidljiva heterogeno
strukturirana, ostro ogranicena tumorska tvorba, dok su sve ostale prikazane strukture bile urednih intenziteta signala i primjerene
morfologije. Osim bezbolne otekline prednjeg dijela gleZnja klinickim je pregledom utvrden i deficit dorzalne fleksije stopala. Zahvat
Jje nacinjen artroskopski, a tumorska se tvorba zbog svoje veli¢ine nije mogla odstraniti u jednom komadu ve¢ se odstranila u dijelo-
vima. Patohistoloska analiza je utvrdila da je rijec¢ o TGCT-u. Tijekom razdoblja pracenja od dvije godine bolesnica se nije Zalila na
tegobe s operiranim gleZnjem, a na kontrolnim MR-ima nije zamijecen recidiv.

Na TGCT valja pomisliti kao mogucu diferencijalnu dijagnozu kod bolesti gleznja, napose kad se bol i oteklina pojave bez ozljede.
Artroskopski zahvat je sigurna i u¢inkovita metoda lijecenja LTGCT-a u gleZnju ako ju izvodiiskusan operater kojeg prati uhodan tim,
no valja istaknuti da se odabir nacina kirurskog lijecenja treba prilagoditi kako anatomskom poloZaju tvorbe u zglobu tako i procje-

ni i preferenciji kirurga.
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uvoD TGCT, pri ¢emu je histoloska slika kod oba oblika jednaka

(1-4). To¢na etiologija bolesti je nepoznata. No, zbog prisut-
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SLIKA 1. Snimke magnetske rezonancije gleznja nakon intravenske
primjene kontrasta na kojima je vidljiva jasno ograni¢ena tvorba, a
koje su nacinjene prije artroskopskog zahvata. A) sagitalni presjek na
T1 mjerenoj snimci; B) sagitalni presjek na T2 mjerenoj snimci; C)
koronarni presjek na T1 mjerenoj snimci; D) aksijalni presjek na T1
mjerenoj snimci.

populaciji iznosi deset slu¢ajeva na milijun ljudi za lokalizira-
ni, odnosno cetiri sluc¢aja na milijun ljudi za difuzni oblik bo-
lesti (2). Bolest se najcesce pojavljuje u koljenu i to u lokalizi-
ranom obliku u 46%, a u difuznom u 64% od ukupnog broja
svih slucajeva TGCT-a (2). U gleZznju se TGCT znatno rjede
pojavljuje pa tako lokalizirani oblik ¢ini 5%, a difuzni 10%
svih slucajeva TGCT-a>. TGCT se u gleznju obi¢no javlja izme-
du 30-te i 40-te godine Zivota neovisno o spolu (2, 3).

Cilj ovog rada je prikazati rijedak slucaj lokaliziranog oblika
TGCT-a u prednjem dijelu gleznja u adolescentice. Bolesni-
ca, koja je tijekom pracenja postala punoljetna, dala je pri-
stanak za objavu podataka vezanih uz ovaj slucaj.

PRIKAZ BOLESNIKA

Bolesnica u dobi od 17 godina upucena je na pregled u
nasu ustanovu s pitanjem moze li joj se tumorska tvorba iz
prednjeg dijela gleZnja odstraniti artroskopski. lako je otekli-
nu u prednjem dijelu gleznja uz povremene bolove, napose
pri sportskoj aktivnosti, zamijetila prije godinu dana, na prvi
je pregled otisla mjesec dana prije pregleda kod nasitada je
upucena da zurno nacini magnetsku rezonanciju (u dalj-

90

PaEDIATR CROAT. 2022;66:89-94

@)

SLIKA 2. Fotografije nacinjene tijekom artroskopskog zahvata. A)
pogled iz anteromedijalnog ulaza, instrument oslonjen o tumorsku
tvorbu umetnut je kroz anterolateralni ulaz; B) pogled iz
anterolateralnog ulaza, instrument oslonjen o tumorsku tvorbu
umetnut je kroz anteromedijalni ulaz; C) pogled iz anteromedijalnog
ulaza, vidljivo je odvajanje tumorske tvorbe elektri¢nim instrumentom
za kauterizaciju; D) izvadena tumorska tvorba u dijelovima.

njem tekstu MR) gleznja. Na toj je snimci u prednjem dijelu
gleznja bila vidljiva heterogeno strukturirana, ostro ograni-
¢ena tumorska tvorba dimenzija 26x54x29 mm, dok su sve
ostale prikazane strukture bile urednih intenziteta signala i
primjerene morfologije (Slika 1). Tijekom klinickog pregleda
zamjetna je bila oteklina u prednjem dijelu gleznja koja je
bila neznatno pomic¢na i bezbolna prilikom palpacije, a koza
iznad otekline bila je uredna. Utvrden je deficit kretnje dor-
zalne fleksije u usporedbi s lijevim gleznjem, dok su testovi
koji bi upucivali na nestabilnost gleznja bili negativni. Neu-
rovaskularni status desnog gleznja bio je uredan. S obzirom
na lokalizaciju tumorske tvorbe iiskustvo operacijskog tima
u artroskopskoj kirurgiji odlu¢eno je da se tumor odstrani
artroskopski.

Artroskopija gleZznja nacinjena je u polozaju bolesnice na
ledima, u spinalnoj anesteziji, bez uspostavljanja blijede sta-
ze. Provedena je antibiotska profilaksa cefalosporinom prve
generacije, kao i tromboprofilaksa niskomolekularnim he-
parinom. Zahvat je nacinjen standardnom artroskopskom
optikom promjera 4,0 mm i standardnim instrumentarijem
koji se koristi i za artroskopiju koljena. U zglob se pristupilo
kroz anteromedijalni i anterolateralni ulaz slijedeci striktno
upute van Dijka i sur. (5). Prednji dio zgloba bio je gotovo u
potpunosti ispunjen jasno ogranicenom i djelomi¢no po-
mi¢nom tvorbom smede boje (Slika 2) . Tumorska se tvorba
zbog svoje veli¢ine nije mogla odstraniti u jednom komadu
vec se odstranila u dijelovima pa su uzorci poslani na pato-
histolosku analizu. Nakon detaljnog pregleda dostupnih di-
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SLIKA 3. Snimke magnetske rezonancije gleznja dvije godine nakon
artroskopskog zahvata. A) sagitalni presjek na proton (PD) mjerenoj
snimci sa supresijom masti; B) sagitalni presjek na T2 mjerenoj snimci;
C) koronarni presjek na proton (PD) mjerenoj snimci sa supresijom
masti; D) aksijalni presjek na proton (PD) mjerenoj snimci sa supresijom
masti.

jelova zgloba, u kojima vise nije bilo vidljivog tumorskog
tkiva, postavljen je dren kroz anterolateralni ulaz, a ulazi su
zasiveni neresorptivnim koncem. Nakon toga je glezanj ste-
riino previjen te je ¢itava noga omotana krep zavojem i po-
stavljena u ranije nacinjenu potkoljeni¢nu longetu u kojoj je
gleZanj bio imobiliziran u neutralnom polozaju.
Potkoljeni¢nu je longetu bolesnica nosila kontinuirano tije-
kom prva 24 sata do previjanja i vadenja drena, a zatim ju je
tijekom tri tjedna nosila samo tijekom nod¢i. Nakon prvog
previjanja bolesnica je zapocela s pasivnim i aktivnim vjez-
bama razgibavanja operiranog gleznja, kao i s viezbama za
poboljsanje cirkulacije donjih ekstremiteta. Tijekom prva tri
tjedna bolesnica je hodala uz pomoc¢ podlakti¢nih Staka,
opterecujuci pritom operiranu nogu tako da joj to optere-
¢enje ne izaziva bol. Bolesnica se jos i sliede¢a dva tjedna
koristila jednom podlakti¢cnom stakom prilikom hoda. Po
otpustu iz Klinike provedena je ambulantna fizikalna terapi-
ja tijekom Sest tjedana nakon ¢ega je operirani glezanj bio u
potpunosti bezbolan i punog opsega pokreta.
Patohistoloska analiza je utvrdila da je rije¢ o TGCT-u, a na
osnovi slikovnog prikaza, kao i intraoperacijskog nalaza, na
kojima je bilo razvidno da je rije¢ o ograni¢enoj tvorbi za-
kljuceno je da je rijec o lokaliziranom obliku TGCT-a. Tijekom
prac¢enja od dvije godine bolesnica se nije zalila na smetnje
s operiranim gleznjem niti je uocen recidiv na kontrolnim
MR-ima gleznja (Slika 3).
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RASPRAVA

Prikazali smo slucaj adolescentice s LTGCT-om u prednjem
dijelu gleznja kojeg smo odstranili artroskopskim zahvatom,
a pregledom literature pronasli smo jo$ 10 radova u kojima
se izvjeScuje o kirurskom lijecenju tog oblika TGCT-a u ado-
lescenata (Tablica 1.) (6-15).

Mastboom i sur. su 2017. godine proveli istrazivanje o stopi
pojavnosti TGCT-a u opcoj populaciji i izvijestili o stopi od
deset slu¢ajeva na milijun ljudi za lokalizirani, odnosno Ceti-
ri slucaja na milijun ljudi za difuzni oblik (7). Prema njihovim
rezultatima u pedijatrijskoj populaciji stopa pojavnosti
TGCT-a iznosi 2,42 slu¢aja na milijun osoba za lokalizirani te
1,09 sluc¢aja na milijun osoba za difuzni oblik (2). Isti su auto-
ri 2018. godine u sustavnom pregledu literature obuhvatili
17 istrazivanja koja su se bavila lije¢enjem TGCT-a u pedija-
trijskoj populaciji, kao i podatke iz Nizozemskog nacional-
nog registra za kostane i mekotkivne tumore o lije¢enju te
bolesti u bolesnika mladih od 18 godina (4). Istrazivanjem je
obuhvacena skupina od 133 adolescenta, i to 57 iz nacional-
nog registra (28 s lokaliziranim i 29 s difuznim oblikom
TGCT-a) te 76 iz prethodno provedenih istraZivanja (29 s lo-
kaliziranim, 36 s difuznim oblikom te 9 s nepoznatim obli-
kom TGCT-a) (4). Koljeno je bilo najcesce zahvaceno i to ¢ak
u 55 od 67 slucajeva difuznog oblika TGCT-a (82%) te u 21
od 57 slucajeva lokaliziranog TGCT-a (37%) (4). Valja istaknu-
ti da je lokalizirani oblik TGCT-a u gleznju bio drugi po za-
hvacenosti u toj skupini adolescenata s 12 slu¢ajeva od sve-
ukupno 57 (21%) (4).

Postavljanje dijagnoze LTGCT-a u bilo kom zglobu, a napose
u gleznju, iznimno je tesko zbog nespecificnih simptoma (1,
3). Upravo zato ne ¢udi podatak da su Heller i sur. izvijestili o
bolesniku kod kojeg je dijagnoza LTGCT-a u gleZnju postav-
liena ¢ak 20 godina od pojave simptoma (16). U opcoj se
populaciji kona¢na dijagnoza LTGCT-a u gleznju obi¢no po-
stavlja izmedu jedne i Cetiri godine od pojave simptoma
(10, 11). Vremenski okvir od pojave simptoma pa do postav-
ljanja dijagnoze LTGCT-a u gleznju u populaciji adolescena-
ta iznosi izmedu dva tjedna i dvije godine, u prosjeku 12
mjeseci, kao sto je i bio slucaj u nase bolesnice (6-15).

Zakasnjelo postavljanje dijagnoze LTGCT-a te posljedi¢no
kasno kirursko lijecenje moze dovesti do unutarzglobnog
kostanohrskavi¢nog ostecenja (1, 3). Machado i sur. proveli
su istrazivanje o stopi pojavnosti kostanohrskavi¢nog oste-
¢enja kod bolesnika s TGCT-om te su izvijestili da ona iznosi
50% u bolesnika s TGCT-om gleznja (17). To oStecenje nasta-
je zbog osteoklasti¢nog djelovanja metaloproteinaza koje
se luce iz multinuklearnih stanica nastalih proliferacijom iz
zahvacene sinovijalne ovojnice (17). Uz taj ¢imbenik, treba
uzeti u obzir i anatomske osobine, napose u gleznju, gdje
velika sila opterecenja djeluje na tvorbu u uskom zglobnom
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TABLICA 1. Prikaz osnovnih informacija o bolesnicima adolescentne dobi, lokalizaciji tvorbe, nacinu kirurskog lijecenja te uspjehu
provedenog lijecenja iz radova o kirurskom lijecenju lokaliziranog oblika tenosinovijalnog gigantocelularnog tumora unutar gleznja poredanih
po godini objavljivanja.

Dob bolesnika u

Razdoblje od pojave

Lokalizacija lokaliziranog obli-

Poslijeoperacijsko

Prvi.autor/ ¢asu operacijskog simptoma do postavljanja ka tenosinovijalnog giganto-  Operacijski zahvat pracenje Pojf—n{a
godina zahvata / spol dijagnoze u mjesecima celularnog tumora u gleznju u mjesecima recidiva
Soifer / 1993. 1/7 10 posteromedijalno otvorena operacija 12 ne
Ganley / 1998. 10/7 6 anterolateralno otvorena operacija 12 ne
Kaneko /2000. 14/7 3 posterolateralno otvorena operacija 40 ne
Sanchis-Alfonso / 16 /7 9 anterolateralno artroskopska PN ne
2000. operacija
Bisbinas /2004. 15/7 24 posterolateralno otvorena operacija 130 ne
15/7 24 sprijeda otvorena operacija 30 ne
15/7 24 posterolateralno otvorena operacija 12 ne
12/7 18 sprijeda otvorena operacija 24 ne
14/7 24 sprijeda otvorena operacija 12 ne
Sharma/2006. 8/7 0.5 posteromedijalno otvorena operacija 32 ne
14/M 6 anterolateralno otvorena operacija 19 ne
15/7 6 anteromedijalno otvorena operacija 66 PN
Neubauer /2007. 13/ M 24 sprijeda artroskopska 24 ne
operacija
Gholve /2007.  10/Z7 6 PN* otvorena operacija 103 ne*
12/ M 8 PN otvorena operacija 81 ne
11/M 9 PN* otvorena operacija 16 ne
Declerq/2020. 7/7 1 sprijeda otvorena operacija 24 ne
Yildinm /2021, 15/7 12 straga artroskopska 12 ne
operacija

PN podatak nije objavljen u radu;

* objavljena je komplikacija nakon nacinjenog zahvata u vidu povrsinske infekcije rane koja je izlije¢ena primjenom antibiotika;
“u istrazivanju je navedeno da je rije¢ o jednoj tvorbi smjestenoj anterolateralno i dvije tvorbe smjestene posterolateralno, ali bez to¢ne informacije kod
kojeg je bolesnika tvorba bila smjestena anterolateralno, a kod kojih posterolateralno™.

prostoru 5to takoder pospjesSuje eroziju hrskavice i cisti¢nu
destrukciju kosti (17).

Zbog svoje specificnosti i osjetljivosti MR je danas zlatni
standard u dijagnostici LTGCT-3, a koristi se i za poslijeopera-
cijsko pracenje (18). Na MR snimci LTGCT se karakteristicno
prikazuje kao heterogena nodularna masa niskog signala na
T1 1 T2 mjerenoj slici te se moze precizno utvrditi njegova
veli¢ina i polozaj (18). Hemosiderin koji se nakuplja u prolife-
riranoj sinovijalnoj ovojnici posjeduje paramagnetska svoj-
stva te se na T1 1 T2 mjerenoj snimci prikazuju tockaste na-
kupine hemosiderina unutar lezije (18).

Mastboom i sur. su izvijestili da u opcoj populaciji stopa po-
novnih operacija zbog lokalnog recidiva TGCT-a za lokalizi-
rani oblik iznosi 9%, a za difuzni 23% (2). Osim toga, istaknu-
li su da se s vremenom pracenja povecava broj recidiva pa
tako za lokalizirani oblik TGCT-a razdoblje bez reoperacije
iznosi 90% nakon dvije godine, a 83% nakon pet godina (2).
S obzirom na ¢injenicu da je stopa recidiva difuznog oblika
TGCT-a 2,5 puta veca nego lokaliziranog, tako je i razdoblje
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bez reoperacije manje te iznosi 77% nakon dvije godine, a
49% nakon pet godina (2). Prema provedenoj analizi radova
u kojima se izvjescuje o ishodu kirurskog lijecenja lokalizira-
nog oblika TGCT-a gleZnja u populaciji adolescenata nije
bilo recidiva bolesti tijekom poslijeoperacijskog pracenja
neovisno o tome je li koristen otvoreni ili artroskopski ope-
racijski zahvat te neovisno o lokalizaciji (6-15). Niti kod nase
bolesnice tijekom poslijeoperacijskog prac¢enja od 24 mje-
seca nije zamijecen povrat bolesti.

Nakon $to su Flandry i sur. 1986. godine izvijestili o uspjes-
nom artroskopskom odstranjenju lokaliziranog pigmentira-
nog vilonodularnog sinovitisa iz koljena, s vremenom je us-
poredno s popularizacijom tog nacina kirurskog lijecenja
ono postalo metoda izbora za lije¢enje LTGCT-a lokalizira-
nog u koljenu (19). Patel i sur. su 2017. godine proveli retros-
pektivno istrazivanje na uzorku od 100 bolesnika s dijagno-
zom LTGCT-a u koljenu te izvijestili da nema statisticki zna-
¢ajne razlike u pojavi recidiva nakon odstranjenja LTGCT-a
bilo otvorenim bilo artroskopskim zahvatom (8,7% recidiva
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nakon otvorenog, odnosno 9,1% nakon artroskopskog za-
hvata) (20). Na osnovi tog rezultata istaknuli su da oblik ki-
rurskog lijecenja treba odrediti sukladno kombinaciji prefe-
rencije kirurga i najboljeg pristupa anatomskom poloZaju
tumorske tvorbe (20). No, valja istaknuti i dva podatka iz
rada Mastbooma i sur. o kirurSkom lijec¢enju LTGCT-a velikih
zglobova (3). Izvijestili su 0 18% recidiva u bolesnika u kojih
je tvorba iz koljena odstranjena artroskopskim zahvatom
(20 recidiva na 114 nacinjenih zahvata), odnosno o 9% na-
kon otvorenog zahvata (34 recidiva na 400 nacinjenih za-
hvata) (3). No, s druge strane isticu da je ¢ak 88% zamijece-
nih komplikacija lijecenja zabiljezeno nakon otvorenog za-
hvata (3).

Artroskopski se zahvat ve¢ dugi niz godina koristi i za od-
stranjenje LTGCT-a iz gleznja. Tako su primjerice Sanchis-Al-
fonsoi Villanueva-Garcia 2000. godine izvijestili da su uspjes-
no tijekom artroskopskog zahvata odstranili LTGCT iz pred-
njeg dijela gleznja kod 16 godisnje bolesnice (9). Petnaestak
godina kasnije Kubat i sur. te Kanatli i sur. su prikazali serije
od pet, odnosno Cetiri bolesnika, kod kojih je LTGCT odstra-
njen artroskopski iz prednjeg dijela gleznja (21, 22). O artro-
skopskom odstranjenju LTGCT-a iz straznjeg dijela gleznja
prvi su izvijestili Yildirim i sur. 2021. godine (13). Kao glavne
prednosti artroskopskog odstranjenja LTGCT-a iz gleznja va-
lja istaknuti minimalnu invazivnost, brzi proces rehabilitaci-
je, ali i manji oZiljak na kozi u usporedbi s onim nakon otvo-
renog zahvat (9, 21, 22). Osim toga, jos jedna i to znacajna
prednost artroskopskog lijecenja jest i mogucénost istodob-
nog lijecenja pridruzenih patologija u zglobu. Oponenti ar-
troskopskom odstranjenju isti¢u vecu stopu recidiva, mo-
guc¢nost kontaminacije artroskopskih ulaza te otezanu loka-
lizaciju rubova LTGCT-a zbog koje se moze umjesto zeljene
marginalne ekscizije tvorbe naciniti intralezijska (3). Na taj se
nacin odstranjuje samo dio tumorske tvorbe pa posljedi¢no
tome dio tvorbe ostaje $to otvara mogucénost daljnjeg rasta
tvorbe te pojave recidiva tijekom pracenja.

Zaklju¢no, nacin kirurskog lije¢enja LTGCT-a u gleznju treba
prilagoditi procjeni i preferenciji kirurga te anatomskom po-
loZaju tvorbe, no isto tako valja istaknuti kako artroskopsko
lijecenje te patologije u gleznju zahtjeva veliko iskustvo
operatera, uhodanost operacijskog tima i dobro poznava-
nje regionalne anatomije. Osim toga, valja istaknuti i da bo-
lesnika valja bar pet godina kontinuirano pratiti te da se tije-
kom tog pracenja moraju naciniti i kontrolni MR-ovi.
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SUMMARY

Localized tenosynovial gigantocellular tumor
of the ankle in an adolescent:
case report and literature review

Damjan Dimnjakovi¢, Tin Karakas, lvan Bojani¢

Tenosynovial giant cell tumor (TGCT) is a rare, benign monoarticular disease that affects the synovial lining of joint, tendon or bursa.
We distinguish two forms of the disease, localized and diffuse forms, both of which are histologically identical. The incidence rate of
the localized form of TGCT (LTGCT) is 10 cases per million people, of which about 5% of all cases occur in the ankle.

We present a rare case of LTGCT in the anterior part of the ankle in an adolescent, which was manifested by swelling and occasional
pain, especially during sports activities. On the magnetic resonance imaging (MRI) a heterogeneously structured, well encapsulated
tumor was visible in the anterior part of the ankle. In addition to the painless swelling in the anterior part of the ankle, the physical
examination revealed a deficit of dorsiflexion of the foot. The operation was performed arthroscopically but the tumor could not be
removed in a single piece due to its size, so it was removed in multiple pieces. Histopathological analysis confirmed that the tumor
was TGCT. During the two-year follow-up period, the patient did not have problems with the operated ankle and no recurrence of the
disease was observed on control MRIs.

TGCT should be considered as a possible differential diagnosis, especially when pain and swelling of the ankle occur without injury.
Arthroscopic surgery is a safe and effective method of treatment if it is performed by an experienced surgeon backed by a well-
trained team. The choice of the type of surgical treatment should be determined depending on the anatomical position of the for-

mation in the joint and the surgeon’s assessment and preference.
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