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STRESZCZENIE

Pierwotna nadczynno$¢ przytarczyc (PNP) jest obecnie rozpoznawana najczesciej przypadkowo, w okresie
bezobjawowym, podczas wykonywania badan przesiewowych lub diagnostyki z powodu niskiej masy kostne;j.
Klasyczne objawy choroby stwierdza si¢ tylko u okoto 15-20% pacjentow.

Przedstawiamy przypadek 28-letniego pacjenta, ktory przez 2 lata byl leczony ortopedycznie z powodu
osteoclastoma cze$ci blizszej piszczeli. Guz zostal wylyzeczkowany, miejsce po nim wypetione cementem,
nastgpnie mrozonymi przeszczepami kostnymi, a ostatecznie wykonano endoprotezoplastyke resekcyjnag pra-
wego stawu kolanowego. Pacjent byt konsultowany w rdéznych o$rodkach medycznych kraju przez co naj-
mniej 14 lekarzy reprezentujacych 9 réznych specjalnosci, a wlasciwe rozpoznanie PNP nie zostato postawio-
ne, pomimo obecnosci klasycznych objawdw choroby od co najmniej 5-6 lat. Sugeruje to trudnosci w rozpo-
znawaniu tej jednostki chorobowej w obecnych czasach. Oznaczanie stezenia wapnia i innych parametréw go-
spodarki wapniowo-fosforanowej powinno by¢ zatem obligatoryjne u pacjentow leczonych z powodu chorob
uktadu kostnego.

Stowa kluczowe: osteoclastoma, guz brunatny, pierwotna nadczynno$¢ przytarczyc

SUMMARY

Primary hyperparathyroidism (HPTo) nowadays is most often recognized incidentally in the asymptomatic
period as a result of biochemical screening or evaluation of low bone mass. Classical manifestations of the
disease are present in about 15-20% of patients.

We present the case of a 28-year-old male patient who had been treated for two years for osteoclastoma of
the proximal tibia, first by intralesional curettage with cement filling followed by bone grafting, and finally with
a reconstructive arthroplasty of the knee joint. The patient had been consulted in different medical centers by
at least 14 doctors representing 9 different specialties, but the correct diagnosis of HPTo had not been made,
although classic manifestations of the disease had been present for 5-6 years. This suggests that a diagnosis of
HPTo is difficult nowadays. Therefore, determination of serum calcium concentration and other markers of
calcium and phosphate metabolism should be obligatory in patients with bone lesions.
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WSTEP

Pierwotna nadczynnos$¢ przytarczyc (PNP) jest
chorobg rozpoznawang najczesciej przypadkowo,
w okresie bezobjawowym, podczas wykonywania ba-
dan przesiewowych lub diagnostyki z powodu niskiej
masy kostnej [1,2]. Wystgpuje gléwnie u kobiet
w wieku pomenopauzalnym, natomiast u dorostych
w wieku ponizej 30 lat jest niezwykle rzadka i doty-
czy ok 2% chorych [3-5]. Klasyczne objawy z ukta-
du kostnego, moczowego, przewodu pokarmowego
oraz osrodkowego uktadu nerwowego stwierdza si¢
u okoto 15-20 % pacjentow [4,6]. Najczesciej wyste-
puja zmiany w uktadzie moczowym, gtéwnie w po-
staci kamicy nerkowej (okoto 15% pacjentow ze $wie-
70 rozpoznang chorobg), nefrokalcynozy i niewydol-
nosci nerek [4,7].

Osteitis fibrosa cystica jest najbardziej klasyczna,
ale rzadka zmiang w uktadzie kostnym. Najbardziej
czulg 1 specyficzng zmiang radiologiczna jest podo-
kostnowa resorpcja kostna. Guzy brunatne bedace
odmiang guzéw olbrzymiokomoérkowych charakte-
rystyczng dla PNP oraz torbiele majg charakter zmian
osteolitycznych [4,8].

Guz olbrzymiokomorkowy kosci (GCT, osteocla-
stoma) jest rzadkim, fagodnym, cho¢ miejscowo agre-
sywnym osteolitycznym nowotworem kosci. Wyste-
puje w 3-5% wszystkich pierwotnych guzow kosci
[9-12]. Dominuje u me¢zczyzn, pojawia si¢ najcze-
sciej w trzeciej dekadzie zycia, umiejscawia w oko-
licy stawu kolanowego i1 jego wymiary osiggajg zwy-
kle 6 do 20 cm [13]. Rozpoznanie GCT kos$ci wyda-
je si¢ dos¢ tatwe, ale ze wzgledu na duze podobien-
stwo radiologiczne i histopatologiczne do wielu in-
nych zmian kostnych wskazane jest przeprowadze-
nie diagnostyki réznicowej w oparciu o dane klinicz-
ne i biochemiczne, wlaczajac parametry gospodarki
wapniowo-fosforanowej [14,15].

OPIS PRZYPADKU

W 2005 roku 23-letni pacjent zauwazyt bol i wol-
no rosngcy guz w obrebie czgsci proksymalnej pra-
wej kosci piszczelowej. W 2008 roku wykonano
zdjecie radiologiczne, ktore ujawnito obecno$¢ zmia-
ny osteolitycznej 7x3 cm. U pacjenta wykonano wy-
lyzeczkowanie guza, z wypelienim jamy cementem,
nastgpnie mrozonymi przeszczepami kostnymi i osta-
tecznie endoprotezoplastyke resekcyjng stawu kola-
nowego. Warto doda¢, ze wspdtistniejacy ubytek ma-
sy kostnej w pdzniejszych miesigcach doprowadzit
do obluzowania si¢ endoprotezy i koniecznosci jej
wymiany. Badanie histopatologiczne potwierdzito
obecnos¢ guza olbrzymiokomoérkowego. W 2009 ro-
ku, w oparciu o rezonans magnetyczny i scyntygra-
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INTRODUCTION

Primary hyperparathyroidism (HPTo) is most fre-
quently recognized incidentally in the asymptomatic
period as a result of biochemical screening or evalu-
ation of low bone mass [1,2]. It is diagnosed mostly
in postmenopausal women and is very rare (approx.
2%) in young adults below 30 years of age [3-5].
Classical manifestations, known as “’bones, stones,
abdominal groans and psychic moans”, are present in
15-20% of patients [4,6].

Kidney involvement predominates, resulting in
nephrolithiasis (approx. 15% of newly diagnosed pa-
tients), nephrocalcinosis and renal failure [4,7].

Osteitis fibrosa cystica is the most classic, though
rare, hyperparathyroid bone lesion. The most sen-
sitive and specific radiologic finding is subperiosteal
bone resorption. Brown tumors, a variant of osteo-
clastoma characteristic of HPTo, and bone cysts pre-
sent as osteolytic lesions [4,8].

Giant cell tumor of the bone (GCT, osteoclasto-
ma) is a rare, benign, but locally aggressive osteo-
lytic skeletal neoplasm accounting for approximately
3-5% of all primary bone tumors [9-12]. It predomi-
nates in men, occurs mostly in the third decade of
life, is located around the knee joint and usually
measures 6 to 20 cm [13]. The diagnosis of giant
cell-rich bone lesions seems to be straightforward,
but due to the radiologic and pathologic similarity to
various other bone lesions, differential diagnosis ba-
sed on clinical and biochemical data, including pa-
rameters of calcium and phosphate metabolism, should
be performed [14,15].

CASE REPORT

In 2005, a 23-year-old male patient noticed pain
and a slowly growing tumor within the right pro-
ximal tibia. In 2008, an X-ray showed an osteolytic
lesion measuring 7x3 cm. The patient underwent an
intralesional curettage with cement filling, followed
by bone grafting and finally reconstructive arthro-
plasty. Notably, a co-existing bone defect led to im-
plant loosening over months and the necessity of
a replacement procedure. Pathological examination
revealed an osteoclastoma. In 2009, based on a whole
skeleton MR and bone scintigraphy, plasmocytoma,
bony metastases or multifocal fibrous dysplasia were
suggested. Plasmocytoma was ruled out after a tho-
rough hematological work-up. The skeletal MR also
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fi¢ kosci wysunigto podejrzenie szpiczaka mnogie-
go, przerzutow nowotworowych lub wieloognisko-
wej dysplazji widknistej. Szpiczak mnogi zostat wy-
kluczony po przeprowadzeniu szczegdtowej diagno-
styki hematologicznej. Rezonans magnetyczny uwi-
docznit rowniez 4 cm lito-torbielowatg zmiang w ob-
rebie lewego ptata tarczycy, ktora w badaniu TK klat-
ki piersiowej zostata zinterpretowana jako powickszo-
ny wezet chlonny z cechami martwicy. Konsultujacy
endokrynolog potwierdzit obecno$¢ wola wieloguzko-
wego (usg tarczycy i biopsja).

Pacjent byt konsultowany réwniez w innym osrod-
ku medycznym z powodu rozsianych zmian osteoli-
tycznych w obrebie miednicy, zeber i lewego stawu
lokciowego. Wykonano biopsj¢ zmiany w miednicy
nie uzyskujac wynikow diagnostycznych. We wrze-
$niu 2009 roku pacjent byt konsultowany w referen-
cyjnym o$rodku onkologicznym. Tutaj po raz pierw-
szy wykonano oznaczenia wapnia oraz fosfatazy za-
sadowej w surowicy, ktorych wartosci byly znacznie
podwyzszone (Ca 3.52 mmol/l, ALP 621 U/l). Pa-
cjentowi podano jednorazowo 90 mg alendronianu
sodu dozylnie i poinformowano o koniecznosci sta-
tej opieki onkologicznej w miejscu zamieszkania.
W sierpniu 2010 roku podczas rutynowej kontroli

Tab. 1. Wyniki badan pacjenta
Tab. 1. Patient results

revealed a 4 cm mixed lesion within the left thyroid
lobe, that was interpreted as an enlarged lymph node
with areas of necrosis on a chest CT. An endocrine
consultation confirmed a multinodular goiter (thyro-
id ultrasound and biopsy).

The patient was also consulted in another facility
on account of osteolytic lesions within the pelvis,
ribs and left elbow. A biopsy of the pelvis was carried
out but the results were still equivocal. In September
2009 the patient attended a consultation in an on-
cological reference center. His serum calcium and
alkaline phosphatase concentrations were determin-
ed for the first time and the results were markedly
elevated (Ca 3.52 mmol/l, ALP 621 U/l). The patient
was given a single dose of alendronate sodium 90 mg
i.v. and advised to refer to an oncologist in his
regional hospital for further care. In August 2010,
during a routine check-up due to a multinodular
goiter, HPTo was suspected for the first time, based
on the patient’s medical files and history. All the
typical symptoms such as nausea, loss of appetite and
weight, constipation, polydipsia, polyuria, nocturia,
depression and weakness had been present for at least
5 years. Additionally, arterial hypertension had been
diagnosed and treated since 2002. He was also diag-

Wynik/ Zakres referencyjny/
Result Reference range
Wapn caikowny — surowica 14.03 mg/dl .80 — 10.20
Total calcium - serum
Wapn zjonizowany — surowica 8.0 me/dl 4259
Izonized calcium - serum
Fosforany — surowica
Phosphate - serum 1.87 mg/dl 2.70 —4.50
iPTH 1341 pg/ml 15-65
Fosfataza zasadowa
Alkaline phosphatase 676 U/l 40-129
Dojbowe‘ wydalam; wapnia z moczem 493 mg 100.0 — 320.0
Daily urinary calcium excretion
250HD 36.0 ng/ml 7.5-75
Na 141 mmol/l 135 — 145
K 5.92 mmol/l 3.50 —5.00
cl 112 mmol/l 98— 107
GFR 58.1 ml/min. 71.0 — 151
Kreatynina - surowica 0.93 mg/di 0.70—1.20
Creatinine - serum
pH 7.35-7.45
HCO3 18.0 mmol/l 22-26
BE -6.8 mmol/l +/-2

Densytometria kosci/Bone densitometry:

L1-L4 : BMD 0.927g/cm?, T-score -2.44 (76%), Z-score -1.77(81%)
Szyjka kosci udowej/Femoral neck: BMD 0.605g/cm?, T-score -3.58 (57%), Z-score -3.18 (59%)
33% Przedramig/33%Forearm: BMD 0.484 g/cm’, T-score -4.5 (55%), Z-score -4.5 (55%)

Ultrasonografia szyi: zmiana torbielowato-lita 36x25x28 mm ponizej lewego plata tarczycy.
Neck US: mixed cystic-solid lesion (36x25x28 mm) below left thyroid lobe.
Biopsja: Zmiana tagodna. Guzek koloidowy. Biopsy: Benign lesion. Colloid nodule.

Scyntygrafia szyi z zastosowaniem 99m-Tc-MIBI: cechy scyntygraficzne gruczolaka przytarczyc.
99m-Tc-MIBI neck scintigraphy: scintigraphic evidence of a parathyroid adenoma.
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z powodu wola wieloguzkowego i przeanalizowaniu
dotychczasowej dokumentacji medycznej wysunigto
po raz pierwszy podejrzenie PNP. Pozostate typowe
objawy w postaci nudnos$ci, zmniejszenia apetytu,
utraty masy ciala, zaparé, wzmozonego pragnienia,
poliurii i nykturii, ostabienia i obniZenia nastroju by-
ly obecne od co najmniej 5 lat. Od 2002 roku pacjent
byt leczony z powodu nadci$nienia t¢tniczego. Do-
datkowo rozpoznano przewlekla chorobe nerek w III
stadium. Po potwierdzeniu rozpoznania (Tabela 1),
pacjent zostat skutecznie zoperowany. Badanie histo-
patologiczne potwierdzito gruczolaka przytarczyc.

DYSKUSJA

Przedstawiamy klasyczny, cho¢ stosunkowo rzadki
obecnie przypadek pelnoobjawowej PNP. Zaden po-
jedynczy objaw nie jest specyficzny, ale taczne wy-
stepowanie wielu objawow powinno doprowadzi¢ do
szybkiego rozpoznania choroby.

Objawowa posta¢ choroby dominowala na po-
czatku XX wieku, przed wprowadzeniem przesiewo-
wego badania st¢zenia wapnia w surowicy. Szacuje
si¢, ze obecnie w USA i Europie okoto 80-85% przy-
padkow PNP przebiega bezobjawowo, z nieznacznie
podwyzszonym stezeniem wapnia, zwykle w zakresie
do 1.0 mg/dl (0.25 mmol/l) powyzej gornej granicy
normy [1,6]. Nie ma danych dotyczacych wystepowa-
nia objawowej 1 bezobjawowej PNP w Polsce.

Rozpoznanie PNP bylo opodznione u pacjenta
o okoto 5 lat. Istnieje wiele doniesien potwierdzaja-
cych opdznione rozpoznanie objawowej PNP, ktore
sugeruja aktualne trudno$ci w rozpoznawaniu tej
choroby [15-20]. Najczgsciej chorobe myli si¢ ze
zwyktymi pojedynczymi i mnogimi GCT oraz prze-
rzutami nowotworowymi. Dominujagcym objawem
u opisywanego pacjenta byt guz piszczeli, oceniony
w badaniu histopatologicznym jako osteoclastoma.
Prawdopodobnie mtody wiek charakterystyczny dla
GCT oraz niezwykta rzadko$¢ wystepowania guzoéw
brunatnych w tej populacji pacjentow byt przyczyna
zaniechania diagnostyki w kierunku PNP [3-5]. Gu-
zy brunatne stwierdzane w przebiegu PNP sg nie do
odroznienia od GCT w badaniach radiologicznych
i histopatologicznych [14,21].

GCT jest rzadkim, tagodnym, ale miejscowo agre-
sywnym osteolitycznym nowotworem kos$ci, odpo-
wiadajacym za 3-5% wszystkich pierwotnych guzow
kosci [9,11,12,22]. Dominuje u mezczyzn, pojawia
si¢ najczesciej w trzeciej dekadzie zycia, umiejscawia
w okolicy stawu kolanowego 1 jego wymiary osiagaja
zwykle 6 do 20 cm [13]. GCT sg zwykle pojedyncze,
tylko okoto 1% moze by¢ wieloogniskowych. Moga
takze lokalizowa¢ si¢ w mniej charakterystycznych
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nosed with stage III chronic kidney disease. The initial
diagnosis was confirmed (Table 1) and the patient
underwent a successful parathyreoidectomy. Patho lo-
gical examination confirmed a parathyroid adenoma.

DISCUSSION

We describe a classical, although relatively rare
nowadays, case of symptomatic HPTo. No single
symptom is specific, but if they are present in a clus-
ter, diagnosis should be simple and quick to make.
Symptomatic HPTo was predominant in the early
20th century, before routine screening of serum calcium
concentration was introduced. At present, in the USA
and Europe, up to 80-85% cases of HPTo are asympt-
omatic with only a slight increase in serum calcium
concentration, usually less than 1.0 mg/dl (0.25 mmol/1)
above the upper limit of the normal range [1,6].
There is no data available regarding the prevalence
of symptomatic and asymptomatic HPTo in Poland
at the moment.

The diagnosis of HPTo in our patient was delayed
by approx. 5 years. There are many reports confirm-
ing delays in diagnosing symptomatic HPTo that in-
dicate that diagnosis of the disease is difficult nowa-
days [15-20]. The most frequent misdiagnoses are
simple solitary and multifocal GCT and bony meta-
stases. The dominant manifestation in our patient was
a tibial tumor histologically identified as an osteoclas-
toma. The patient’s young age, typical for GCT, and
the extreme rarity of brown tumors in this population
was the reason why biochemical testing for HPTo
was not performed [3-5]. It is not possible to diffe-
rentiate between HPTo-associated brown tumors and
GCT radiologically and histologically [14,21].

Giant cell tumor of the bone (GCT, osteoclas-
toma) is a rare, benign, but locally aggressive osteo-
lytic skeletal neoplasm accounting for approximately
3-5% of all primary bone tumors [9,11,12,22]. It pre-
dominates in men, occurs mostly in the third decade
of life, is located around the knee joint and usually
measures 6 to 20 cm [13]. GCTs are usually solitary
and less than 1% may be multicentric. They may also
occur at other, less typical skeletal sites, including
the vertebrae, pelvis, ribs, clavicles, skull and cranio-
facial bones [23,24]. Brown tumors may likewise be
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miejscach: trzonach kregdw, miednicy, zebrach, oboj-
czykach i czaszce [23,24]. Guzy brunatne réwniez
mogg by¢ wieloogniskowe i rozsiane w catym ukta-
dzie kostnym, moga tez sugerowac przerzuty nowo-
tworowe [18,25]. W pismiennictwie brakuje danych
dotyczacych wystepowania guzéw brunatnych w po-
pulacji wszystkich pacjentow leczonych z powodu
GCT. W badaniach obejmujacych duze populacje pa-
cjentdow leczonych ortopedycznie z powodu GCT nie
rozpoznawano PNP [11,26,27]. Z drugiej strony ist-
niejg doniesienia potwierdzajace opdznione rozpo-
znanie PNP u pacjentéw leczonych wczeéniej bied-
nie z powodu GCT [15,16].

Osteclastoma i guzy brunatne nalezy réznicowaé
takze z te¢tniakowatymi torbielami kostnymi, pier-
wotnymi guzami ko$ci, niekostniejagcymi wtokniaka-
mi, wioknistymi defektami przynasad, olbrzymioko-
moérkowymi ziarniniakami w przebiegu proceséw na-
prawczych i osteosarcoma [14,16,17,28,29]. Mozli-
we jest roOwniez wspolistnienie w obrebie kosci gu-
z6w brunatnych z chtoniakami z komoérek T oraz prze-
rzutami z raka sutka i prostaty [30,31].

PODSUMOWANIE

Po przeanalizowaniu przedstawionego przypad-
ku, innych pacjentow leczonych w Klinice Endokry-
nologii w ciggu ostatnich 20 lat, a takze danych z pi-
$miennictwa mozna wysung¢ wniosek, ze na przeto-
mie XX i XXI wieku rozpoznanie objawowej pier-
wotnej nadczynnos$ci przytarczyc sprawia duzg trud-
no$¢. Kluczowym elementem warunkujacym sukces
diagnostyczny jest uwzglednienie tej choroby w dia-
gnostyce réznicowej. Ocena zmian kostnych wyma-
ga kazdorazowo szczegdtowej analizy danych klinicz-
nych, radiologicznych, histopatologicznych i bioche-
micznych, wlaczajac parametry gospodarki wapnio-
wo-fosforanowej. Prawidlowe rozpoznanie jest nie-
zbedne dla dalszego leczenia, gdyz pacjenci z PNP
wymagaja paratyreoidektomii, a op6znienie w lecze-
niu chirurgicznym moze wigzac si¢ z powaznymi kon-
sekwencjami. Po skutecznej paratyreoidektomii nie-
ktére guzy brunatne mogg ulegac regresji lub uwap-
nieniu, a tylko nieliczne mogg wymagac leczenia or-
topedycznego [21].
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