
Sygnatura: Pol J Radiol, 2006; 71(1): 114-119 Slot Radiology
C A S E  R E P O R T

Otrzymano: 2005.05.19
Zaakceptowano: 2005.12.20 Lymphocytic infundibulo-neurohypophysitis (LINH) with 

involvement of the hypothalamus and with coexistent 
focal infiltration of the brain stem: A case report

Autoim m unologiczne zapalen ie  części nerwowej i szypuły przysadki 
obejm ujące również podwzgórze z tow arzyszącym  ogniskiem  
naciekowym  w  pniu mózgu -  opis przypadku
M ichał Spałek1, Aldona Kowalska2
1 Z a k ła d  D ia g n o s ty k i O b ra z o w e j Ś w ię to k rz y s k ie g o  C e n tru m  O n k o lo g ii,  K ie lc e , P o lska
2 D z ia t E n d o k ry n o lo g i i  Ś w ię to k rz y s k ie g o  C e n tru m  O n k o lo g ii,  K ie lc e , P o ls k a

Adres a u to ra : M icha ł Spałek, Zakład Diagnostyki O brazowej, Św iętokrzyskie Centrum  Onkologii, ul. Artwińskiego 3, 
2 5 -7 3 4  Kielce, Polska, te l. 0 * 4 1  3 6 7 -4 2 -4 6

Summary
Background:

Case Report:

Conclusions:

Key words: 

PDF file:

Autoimmune (lymphocytic) hypophysitis is a rare disease. It w as originally labeled lymphocytic 
adenohypophysitis (LAH) and was first described in 1962. However, when it was later realized that the 
autoimmune infiltrate could exclusively involve the infundibular stem and the posterior lobe, the term  
lymphocytic infundibulo-neurohypophysitis (LINH) was created. Review of the literature identified 39 
patients w ith LINH, 245 with LAH, and 95 w ith LPH (lymphocytic pan-hypophysitis) to date.

The authors present the case of a 19-year-old woman w ith acute bacterial infection previous to 
symptoms of hypopituitarism. CT and MR imaging showed tumor-like areas of intensive post-contrast 
enhancement without edema in the suprasellar region and in the brain stem . Based on the diagnostic 
investigations, LINH was diagnosed. Germinoma, sarcoidosis, tuberculosis, and bacterial hypophysitis 
were excluded in the diagnostic differentiation. Regression of clinical and radiological symptoms was 
observed after corticotherapy.

Lym phocytic infundibulo-neurohypophysitis is a rare disease that should be considered in the 
d ifferential diagnosis of any suprasellar and/or intrasellar mass.
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W stęp

Autoimmunologiczne zapalenie przysadki (AZP) nazyw ane 
rów nież lim focytarnym  zapaleniem  przysadki (LZP) je s t  
rzadką chorobą, która powinna być różnicowana ze zmia
nam i nowotworowym i.

Rozwój nieinwazyjnych metod obrazowania i zabiegi ch i
rurgiczne z dostępu przez zatokę klinow ą spowodowały 
w  ostatnich latach znaczący wzrost rozpoznań autoimmuno- 
logicznego zapalenia przysadki. W ciągu 20 lat od daty pierw

szej publikacji [1] na ten tem at (1962-1981) przedstawiono 
tylko 16 przypadków tej choroby. W następnych 20 latach 
(1982-2001) opisano ich aż 290, a w latach 2002-2004 już 73. 
Szacuje się [2,3,4], że roczna zachorowalność na autoimmuno- 
logiczne zapalanie przysadki może wynosić 1/9 000 000.

Opis przypadku_ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _ _

Pacjentka la t 19 z ob jaw am i m oczów ki p rostej została 
p rzy jęta  0 4 .0 7 .2 0 0 3  roku do Oddziału Endokrynologii 
Świętokrzyskiego Centrum Onkologii (SCO) w  Kielcach.
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Z wywiadu u chorej w  dniu 19.06.2003 roku wystąpiły bóle 
głowy w okolicy potylicznej, bóle karku, ogólne osłabienie. 
Tydzień później stwierdzono w zrost ciśnienia tętniczego do 
180/120 mmHg, gorączkę 39°C, zaburzenia połykania pokar
m ów  płynnych, chrypkę. Podczas hospitalizacji w  dniach 
2 8 .0 6 -0 4 .0 7 .2 0 0 3  rozpoznano cechy ostrego zapalenia 
m igdałków  podniebiennych i w łączono antybiotyk oraz 
leki hipot ensyjne. Ze względu na tow arzyszące objaw y 
m oczów ki prostej, niskie w artości kortyzolu w surow icy 
oraz utrzym ujące się stany gorączkowe (mimo w ycofania 
się zmian zapalnych gardła) chora została przeniesiona do 
Oddziału Endokrynologii ŚCO w Kielcach. Przy przyjęciu 
splątana, bez objawów  oponowych i ogniskowych, gorączka 
38,5°C. W  badaniu fizykalnym poza otyłością bez zmian.

W dniu przyjęcia wykonano u pacjentki TK głowy przed i po 
podaniu środka kontrastowego dożylnie, w  którym stwierdzo
no dobrze ograniczone obszary patologicznego wzmocnienia 
kontrastowego w okolicy nadsiodłowej i w  grzbietowej części 
rdzenia przedłużonego bez cech efektu masy (ryc. 1). W celu 
dokładniejszej oceny mózgowia następnego dnia wykona

no badanie MR w sekwencjach TSE/T1, TSE/T2 i FLAIR/T2, 
w  którym stwierdzono patologiczną masę ulegającą silnemu 
wzmocnieniu kontrastowemu obejmującą podwzgórze i szy- 
pułę przysadki oraz obszar silnego wzmocnienia kontrasto
wego w  rdzeniu przedłużonym. Część gruczołowa przysad
ki o prawidłowym sygnale, nie objęta naciekiem. Zmianom 
towarzyszyły cechy obrzęku pasm wzrokowych (ryc. 2).

W  badaniu neurologicznym w dniu 07.07.2003 chora zoriento
wana, przytomna, w  pełnym logicznym kontakcie słownym, 
objawy oponowe ujemne, oczopląs poziomy, drobnofalisty 
przy patrzeniu w prawo, nieznacznie wzmożone napięcie 
mięśniowe w lewej kończynie górnej, chód chwiejny, zbacza 
w  prawo. Próba Romberga ujemna.

W  badaniu płynu mózgowo-rdzeniowego oprócz nieznacz
nej cytozy bez odchyleń od normy.

W  badaniach horm onalnych niedoczynność podwzgórzo- 
wa przedniego płata przysadki w  zakresie osi gonadalnej, 
hiperprolaktynem ia oraz m oczówka prosta.

Figure 1. CT performed on July 4, 2003: a), b) well-circumscribed intensive post-contrast enhancement area in the suprasellar region and c ), d) in the 
brain stem. 

Rycina 1. Badanie TK z dn. 04.07.2003: a), b) dobrze ograniczony obszar ulegający silnemu wzmocnieniu kontrastowemu w okolicy nadsiodłowej oraz 
c), d) w pniu mózgu.
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Figure 2. MRI performed on July 5, 2003: a), b) pathological post
contrast enhancement areas include hypothalamus and 
dorsal part of the medulla oblongata. Pre- and post-contrast 
SE/T1 sequences, sagittal cross-section, c ) edema of optic 
tracts. FLAIR/T2 sequence, axial cross-section.

Rycina 2. Badanie MR z dn. 05.07.2003: a), b) obszary patologicznego 
wzmocnienia kontrastowego obejmujące podwzgórze 
i szypułę przysadki oraz grzbietową część rdzenia 
przedłużonego sekwencja SE/T1 przed i po podaniu środka 
kontrastowego, przekroje strzałkowe, c) obrzęk pasm 
wzrokowych -  sekwencja FLAIR/T2, przekrój poprzeczny.

Po w łączeniu  antybiotykoterap ii (cefotaxim e) i kortyko- 
te rap ii (dexam ethasone sodium  phosp hate, prednisone) 
uzyskano ustąp ienie gorączki i popraw ę stan u  ogólnego 
chorej.

W wykonanym kontrolnym badaniu M R w dniu 21.07.2003 
stwierdzono całkow itą regresję zmiany w okolicy nadsiodło
w ej oraz dużego stopnia regresję (o około 90%) zmiany 
w pniu mózgu (ryc. 3).

Na podstaw ie objaw ów  klinicznych i radiologicznych oraz 
przebiegu choroby rozpoznano autoim munologiczne zapa
lenie przysadki i podw zgórza. Ze względu na lokalizację 
zm ian leczenie neurochiru rg iczne, a tym  sam ym  i uzy
skanie potw ierdzenia histopatologicznego, nie wchodziło 
w rachubę.

W kolejnym  badaniu MR w dniu 06 .11 .2003  stwierdzono 
całkow itą regresję zmian w mózgowiu (ryc. 4).

Pacjentka przebywa pod stałą kontrolą w Poradni Endokryno
logicznej ŚCO. W kontrolnym badaniu MR w dniu 25.01.2005 
uwidoczniono cechy zmian w stecznych szypuły i tylnego 
płata przysadki -  osłabienie sygnału w  obrazach T1 zależnych 
z części nerw ow ej przysadki, zniekształcenie, ścieńczenie 
i zatarcie zarysów szypuły przysadki z pociąganiem  je j 
w  stronę lewą (ryc. 5). Obszarów patologicznego wzmocnienia 
kontrastowego m ogących świadczyć o aktywnym procesie 
zapalnym zarówno w zakresie przysadki, szypuły, podwzgó
rza jak  i w  pniu mózgu nie stwierdzono.

Om ówienie

Caturegli i wsp. [4] na podstawie przeglądu piśm iennictwa 
od stycznia 1962 do października 2004 odnaleźli 379 chorych 
z pierwotnym limfocytarnym zapaleniem przysadki i w  za
leżności od objawów histologicznych, klinicznych i radiolo
gicznych zakwalifikowali ich do trzech grup: zapalenie częś
ci gruczołowej przysadki (lymphocytic adenohypophysitis
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Figure 3. MRI performed on July 21, 2003: a), b) complete infiltrative lesion regression in suprasellar region and partial lesion regression in the brain 
stem. Pre- and post-contrast SE/T1 sequences, sagittal cross-section.

Rycina 3. Badanie MR z dn. 21.07.2003: a), b) całkowita regresja zmian naciekowych w okolicy nadsiodłowej oraz częściowa w pniu mózgu 
-  sekwencja SE/T1przed i po podaniu środka kontrastowego, przekroje strzałkowe.

Figure 4. MRI performed on November 6, 2003: a), b) complete infiltrative lesion regression in suprasellar region and in the brain stem. Pre- and post
contrast SE/T1 sequences, sagittal cross-section. 

Rycina 4. Badanie MR z dn. 06.11.2003: a), b) całkowita regresja zmian naciekowych w okolicy nadsiodłowej i w  pniu mózgu -  sekwencja SE/T1przed 
i po podaniu środka kontrastowego, przekroje strzałkowe.

-  LAH) -  245 pacjentów, zapalenie szypuły i części nerw o
w ej przysadki (lymphocytic infundibulo-neurohypophysitis
-  LINH) -  39 pacjentów  oraz zapalenie części gruczołowej 
i nerwowej z szypułą przysadki (lymphocytic pan-hypophysi- 
tis-LPH) -  95 chorych.

Po raz pierw szy LZP dotyczące części gruczołowej przysad
ki (LAH) zostało opisane w 1962 roku [1] u 22-letn iej kobie
ty, która zmarła 14 m iesięcy po porodzie.

Udokum entowany na podstaw ie autopsji LINH przedsta
wiono po raz pierw szy w  1970 roku [5] u 66-letn iej chorej 
na astm ę kobiety. N atom iast zapalenie części gruczołowej 
i nerw ow ej przysadki (LPH) opisano dopiero w  1991 roku 
[6] u 40-letn iego m ężczyzny na podstaw ie rozpoznania 
histopatologicznego.

LAH występuje częściej u kobiet (K :M =6:1) i jest najczęściej 
związane z ciążą pacjentki i okresem poporodowym. Moczów- 
ka prosta jest zasadniczym objawem LINH, łącznie z objawami
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Figure 5. MRI performed on January 25, 2005: a), b) abnormal isointensive signal from posterior lobe of the hypophysis. Pre- and post-contrast SE/T1 
sequences, sagittal cross-section. c), d) deformity, thinning, blurring outlines and retracting the infundibular stem left. Pre- and post-contrast 
SE/T1 sequences, coronal cross-section 

Rycina 5. Badanie Mr  z dn. 25.01.2005: a), b) nieprawidłowy, izointensywny sygnał z tylnego płata przysadki -  sekwencja SE/T1 przed i po podaniu 
środka kontrastowego, przekroje strzałkowe, c ), d) zniekształcenie, ścieńczenie i zatarcie zarysów szypuły przysadki z pociąganiem jej 
w stronę lewą -  sekwencja SE/T1 przed i po podaniu środka kontrastowego, przekroje czołowe.

radiologicznymi zmian naciekowych tylnego płata przysadki 
i szypuły [7], występuje równie często u kobiet (20 opisanych 
przypadków), jak  i u mężczyzn (19 opisanych przypadków). 
LPH opisywano dwa razy częściej u kobiet niż u mężczyzn.

W  niektórych obserw acjach stwierdzono, że zmiany nacie
kowe poza przysadką i szypułą przysadki obejm ują również 
podwzgórze, proponując rozszerzyć nazw ę do lim focytar- 
nego zapalenia przysadki i podwzgórza [8].

Ze względu na lepszą w izualizację obu płatów  przysadki 
(duże znaczenie ma m .in . ocena intensyw ności sygnału 
z tylnego płata przysadki w  obrazach T1 zależnych, która 
w w arunkach prawidłowych powinna być wysoka), szypuły 
przysadki, podwzgórza i okolicy skrzyżow ania nerw ów  
wzrokowych w obrazowaniu LZP badanie MR ma zdecydo
w aną przewagę nad TK [4,9].

W  różnicowaniu należy uwzględnić zmiany rozrostowe, m.in. 
rozrodczaka, którego pierwszym objawem klinicznym może 

być moczówka prosta [10], gruczolaka przysadki, oponiaka, 
czaszkogardlaka, glejaka oraz inne zmiany naciekowo-zapal- 
ne -  ziarniniakowe i żółtakowe. Dodatkowym utrudnieniem 
może być fakt współistnienia lim focytarnych nacieków zapal
nych np. z rozrodczakami [11], torbielami kieszonki Rathke'go 
[12], czaszkogardlakami [13] i gruczolakami [14].

Opisany przypadek na podstaw ie objaw ów  klinicznych i ra 
diologicznych można zaliczyć do grupy LINH. W ystąpienie 
niedoczynności części gruczołow ej przysadki m iało ch a
rak ter w tórny i w ynikało z ob jęcia naciekiem  zapalnym 
stru ktu r podwzgórza. In teresu jące je s t  w spółistnienie dru
giego ogniska naciekowego w  pniu mózgu. Jednoczasow ość 
w ystępow ania, obraz radiologiczny, a zw łaszcza podob
ne, in tensyw ne, jednorodn e w zm ocnienie kontrastow e, 
a także taka sam a reakcja na zastosow ane leczenie pozw a
la przyjąć, iż charakter te j zmiany był taki sam, ja k  zm ia
ny w okolicy podw zgórzow o-przysadkow ej. Autorzy tego 
d oniesien ia  nie sp otkali d otychczas w  p iśm ienn ictw ie 
takiej koegzystencji.

Podsum owanie

Cechy lim focytarnego zapalenia przysadki w  obrazach MR 
nie są w ystarczająco sw oiste aby postaw ić jednoznaczne 
rozpoznanie na ich podstawie, chociaż sym etria przysadki 
i struktur sąsiednich łącznie z naciekiem , bardzo silne, je d 
norodne w zmocnienie kontrastow e zmiany i brak destruk
cji siodła tureckiego powinny skłonić do uwzględnienia tej 
patologii w  rozpoznaniu różnicowym , dlatego też należy 
pam iętać, iż w odpowiednim ukierunkow aniu rozpozna
nia, bardzo dużą rolę odgrywają dane kliniczne zaw arte na 
skierow aniu do badania.
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