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Ozet

Abstract

Testikller adrenal rest tumér (TART), konjenital adrenal
hiperplazi oyklisi olan erkek hastalarda gérilen benign testis
timéridir. Siklikla bilateral yerlesimlidir. infertiliteye sebep olabilir.
Ayirici tanida, leydig ve sertoli hicreli timdrler, seminom ve diger
germ htcreli timorler yer alir. Ultrasonografi ve manyetik rezonans
gortintileme, TART tanisinda kullanilan radyolojik gérintileme
yontemleridir. Bu vyazida TART'in klinik 6zellikleri, radyolojik
gorlintileme bulgulari ve ayirici tanisi sunulmustur.

Anahtar kelimeler: Adrenal rest tlimor, konjenital adrenal
hiperplazi, prepubertal, US, MRG

Testicular adrenal rest tumor (TART) is a benign testicular
tumor that was seen in male patients with a history of congenital
adrenal hyperplasia. It is often localized as bilateral. It can cause
infertility. Differential diagnosis includes, Leydig and Sertoli cell
tumors, seminomas and other germ cell tumors. Ultrasonography and
magnetic resonance imaging are radiological imaging methods used
in the diagnosis of TART. In this article, clinical features, radiological
findings and differential diagnosis of TART is presented.
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GiRis

Testikiler adrenal rest timor (TART), konjenital adrenal hiperplazili
(KAH) erkek hastalarda yilksek ACTH diizeylerine bagl olarak,
testislerdeki adrenal kalintilardan gelisebilen benign tlimérlerdir. TART
siklikla bilateral yerlesimlidir (%83) ve gogunlugu (%76) eriskin yasta
tani almaktadir (1). KAH'li hastalarda, yiiksek seyreden adrenal androjen
duzeyleri nedeniyle hipofizyal-gonadal aksin baskilanmasi, kiictik testis
boyutlarina ve infertiliteye sebep olur. Yine TART, obstriktif azospermi
ve oligospermiye yol agarak infertiliteye sebep olur (2). Biz bu yazida
oldukga nadir gérllen bu timdrin, prepubertal bir olgudaki radyolojik
goérintileme bulgularini ve ayirici tanisini sunmayi amagladik.

OLGU

2 yasindan beri KAH tanisi olan ve son 6 aydir testiste ele gelen
sislik ve agri sikayeti ile hastanemize bagvuran 11 yasindaki erkek hasta
fizik muayene, ultrasonografi (US) ve manyetik rezonans gorintileme
(MRG) bulgulari ile birlikte degerlendirildi. Olgunun fizik muayenesinde
her iki testiste ele gelen nodller yapida kitleler saptandi. Laboratuvar
bulgularinda timér belirleyici hormonlarda anlamli bulgular yoktu.
Skrotal US incelemesinde, her iki testiste hilustan parankime uzanan
tubuler yapida hipoekoik solid nodiiler lezyonlar izlendi. Kitle lezyonun
natiriinin ve karakterizasyonunun detayli incelenmesi amaciyla
MRG inceleme yapildi. MRG'de, T1 agirlikli gorintiide izointens, T2
agirhikli gorintide hipointens izlenen ve kontrast tutulumlari gésteren

bilateral serpingindz ézellikte solid kitle lezyonlar izlendi (Sekil 1 ve 2).
Tipik gortinimleri, bilateral olmalari ve KAH &ykusl olmasi nedeniyle
lezyonlar TART olarak distintldii. Hastaya testis koruyucu operasyon
sonrasinda tani histopatolojik olarak dogrulandi. Postoperatif dénemde
yapilan US incelemede (Sekil 3) ve MRG'de (Sekil 4) niks-rezidu kitle
lezyon izlenmedi. Her iki testis parankim yapisinda hafif heterojenite ile
birlikte birkag adet mikrokalsifikasyon izlendi.

TARTISMA

Konjenital adrenal hiperplazi (KAH) steroid sentez yolundaki
enzimlerden birinin eksikligi sonucu ortaya ¢ikan, bir grup adrenal
steroid sentez bozuklugu hastaligidir. Olgularin % 90'indan fazlasinda
21-hidroksilaz enzim eksikligi vardir. 11-beta-hidroksilaz enzim eksikligi
ise tim KAH olgularinin %5-8'ini olusturmaktadir ve ikinci en sik gorilen
tipidir. Hastalik otozomal resesif gegislidir. Bu hastalarda steroid sentezi
azalir ve buna bagl adrenokortikotropik hormon (ACTH) diizeyi artar.
Buna bagli olarak tlim adrenal korteks kaynakli hiicreler gogalir (1). KAH'l
erkek hastalarin yasam boyunca %8,2’ sinde testikiler kitle gelisebildigi
saptanmistir (2). TART adi verilen bu timériin, KAH hastalarindaki
yliksek ACTHya maruz kalan testis dokusundaki kalinti adrenal benzeri
hiicrelerden gelistigi distinilmektedir. Genellikle bilateraldir. Tedavi
almayan hastalarda ve siklikla geng erigkin dénemde gortlur (2,3).
Lezyonlar genellikle rete testiste yerlesimlidir ve parankime dogru
uzanim gosterirler (4). Erigkin KAH'lI hastalarda karsilagilan en dnemli
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Sekil 1.

Koronal STIR (a) ve aksiyel T2 (b) agirlikl
gorintulerde her iki testis parankiminde hipointens olarak
izlenen serpinginz o6zellikte solid kitle lezyonlar (oklar)
izlenmektedir

problemlerden biri infertilitedir. Bu hastalarda yiksek seyreden adrenal
androjen diizeyleri nedeniyle hipofizyal-gonadal aksin baskilanmasi,
testis boyutlarinda kiigiilmeye ve infertiliteye sebep olur. Yine tiimore
bagli obstriiktif azospermi ve oligospermiye yol agarak da infertiliteye
sebep olur (2). Ayirici tanida, Leydig ve Sertoli hiicreli timdrler, seminom
ve diger germ hicreli timdrler yer alir. Histopatolojik olarak 6zellikle TART
ve Leydig hiicreli tiimor arasinda benzerlikler mevcuttur. Mikroskopik
incelemede genis eozinofilik grantiler sitoplazmali, fibroz septalar ile
ayriimis lobiiler veya nodler yapida hiicreler gériilir. Reinke kristalleri
Leydig hiicreli timér igin karakteristiktir ve olgularin %20-40'inda gordltr
(4). Ancak TART tanisi tipik 6ykd, bilateral olma ve karakteristik US ve
MRG bulgulari ile konulabilir. Tipik olarak US'de hilustan parankime
uzanan multifokal akustik golgelenme gdsteren bilateral hipoekoik
lezyonlar seklinde gorilir. MRG'de ise yine hilustan parankime uzanan,
T1 agirlikh gorintiide izointens-hiperintens, T2 agifikli goruntiide
hipointens, kontrast madde enjeksiyonundan sonra kontrast tutulumu
gosteren bilateral dzellikte solid kitle lezyonlar olarak izlenir. Bununla
birlikte tum bu US ve MRG bulgulari uygun klinik ve endokrin profil eslik
etmeden diger testis malignitelerinden ayrimi kesin olarak saglayamaz
(4,5).

TART erken dénemde, artmig ACTH dlizeylerini baskilayacak dozda
kortikosteroid tedavisi ile gerileyebilmektedir. Medikal tedaviye cevap
TART'In histolojik ve Klinik olarak hangi evrede tespit edilmis olduguna
baglidir (6). Medikal tedaviye cevap alinamayan hastalarda testikiler

Sekil 2. Kontrast dncesi (a) ve sonrasi (b) alinan yag baskili
aksiyel T1 agirhkli gérintilerde kontrast madde enjeksiyonu
sonrasinda her iki testisteki solid kitlesel lezyonlarin belirgin
kontrastlanmasi izlenmektedir.
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Sekil 3. Postoperatif donemde yapilan US incelemede her iki
testis parankim yapisinda hafif heterojenite, eko azalmasi ve
birka¢ adet hiperekojen mikrokalsifikasyonlar izlenmektedir.

hipofonksiyon gelismemis ve testis dokusu invazyonu fazla degilse testis
koruyucu cerrahi uygulanabilir. Buna ragmen testis koruyucu cerrahi
yapilan TART hastalarinda fertilite prognozu belirsizdir. Testis dokusunun
¢ogunu kaplayan timédrler ileri evre olarak kabul edilir ve bu hastalarda
orsiektomi operasyonu tercih edilir (7,8). TART nadir gériilmesine ragmen
malign testis timorleri ile ayrimindaki glglukler nedeni ile dnemlidir.
Bilateral testikuler kitle tespit edilen ve timdr belirleyicileri normal olan
hastalarda prepubertal donemde de TART olabilecegi akilda tutulmalidir.
Yine KAH' |i hastalarin yakin takibi sonucunda TART olgularinin erken
evrede yakalanmasi, invazif tedavi oranini distirerek fertilite oranini
artirmaktadir. Bu sebeple KAH' li gocuk hastalarda periyodik testikler
US inceleme yapilabilir.

KAYNAKLAR

1. Claahsen-van der Grinten HL, Otten BJ, Takahashi S, et al. Testicular
adrenal rest tumors in adult males with congenital adrenal hyperplasia:
evaluation of pituitary-gonadal function before and after successful testis-
sparing surgery in eight patients. J Clin Endocrinol Metab 2007;92: 612-5.

2. KimJH, YunKA, ShinCH, Yan g SW. A case of testicular adrenal rest
tumor in a male child with congenital adrenal hyperplasia. Korean J Pediatr
2008;51: 1018-22.

3. Martinez-Aguayo A, RochaA, Rojas N, et al. Testicular Adrenal Rest Tumors
and Leydig and Sertoli Cell Function in Boys with Classical Congenital
Adrenal Hyperplasia. J Clin Endocrinol Metab 2007; 92: 4583-9.

4. Marchini GS, Cocuzza M, Pagani R, et al. Testicular adrenal rest tumor in
infertile man with congenital adrenal hyperplasia: case report andliterature
review. Sao Paulo Med J 2011;129: 346-51.

5. Avila NA, Premkur A, Merke DP. Testicular adrenal rest tissue in congenital
adrenal hyperplasia: comparison of MR imaging and sonographic findings.
AJR Am J Roentgenol 1999;172:1003-6.

Sekil 4. Postoperatif donemde yapilan MRG incelemede
aksiyel T2 agirhkli gérintilerde 6nceki MRG'de izlenen kitle
lezyonlar izlenmemektedir.



Selguk Tip Derg 2015;31(1): 37-39 Bilateral testikiiler adrenal rest timéru

6. Alis M, Ozsan L, Ozisik G, Gaglayan S, Onde ME. Testislerde kitle ile 8. Tiryaki T, Aycan Z, Hiciimenoglu S, Atayurt H. Testis sparing surgery
bagvuran testikiler ve intraabdominal adrenal rest timarli bir konjenital for steroid unresponsive testicular tumors of the congenital adrenal
adrenal hiperplazi olgusu. Giilhane Tip Derg 2013; 55: 42-5. hyperplasia. Pediatr Surg Int 2005; 21: 853-5.

7. Ergiin O, Giizel A, Tamer MN, Bircan S, Armagan A. 11-beta-hidroksilaz
enzim eksikliginde geg evre bilateral testikller adrenal artik timdr olgusu.
Turkish J Urology 2011;37: 264-8.

39



