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Kiime Bas Agris1 Tanis1 Almis
Orbital Miyozit

Orbital Myositis Misdiagnosed as
Cluster Headache: Case Report

OZET idiyopatik orbital miyozit, siklikla orta yastaki kadin hastalarda goriilen ekstraokiiler kasla-
rin nadir bir inflamatuar hastaligidir. ilk olarak Gleason tarafindan 1903 yilinda tanimlanmistir ve
klinik olarak periorbital 6dem, pitozis, propitozis ve agrili goz hareketleri ile karakterizedir. Bu ¢a-
lismada, tekrarlayan orbital miyozit ataklar1 gegiren ve daha 6nce kiime bas agris1 ile migren tani-
lar1 almis olan 33 yasindaki kadin olgu sunulmustur. Tani, klinik bulgular ve manyetik rezonans
gorintilleme bulgular egliginde konulmustur. Hastanin semptomlari, sistemik kortikosteroid te-
davisi ile kismen diizelmistir.

Anahtar Kelimeler: Orbital miyozit; diplopi-¢ift gérme

ABSTRACT Idiopathic orbital myositis is a rare inflammatory disease of the extraocular muscles
often seen in middle-aged female patients. It is first described by Gleason in 1903 and clinically
characterized by periorbital swelling, ptosis, proptosis and painful eye movements. Here we report
a 33 years old female patient with recurrent orbital myositis who was misdiagnosed as cluster
headaches and migraine before. The clinical diagnosis was ascertained with magnetic resonance
imaging findings. Her symptoms partially resolved under high dose corticosteroid therapy.

Key Words: Orbital myositis; diplopia
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- diyopatik orbital miyozit; lokal veya sistemik herhangi bir neden ol-
maksizin ekstraokiiler kaslarin inflamasyonu ile karakterize olan orbi-
tal inflamatuar sendromun bir alt tipidir. {1k kez 1903 yilinda Gleason

tarafindan tanimlanan bu hastalik, orta yas grubundaki kadin hastalarda sik
goriilmektedir.! Adélesanlarda viral iist solunum yolu enfeksiyonu (USYE)
sonras1 veya inflamatuar barsak hastalig: sirasinda, ¢ocuklarda ise siklikla
viral USYE sonrasi ortaya ¢ikmaktadir. Klinik olarak tekrarlayan unilateral
agri, periorbital 6dem, propitozis, pitozis, kemozis ve bakis kisithligina bagh
diplopi izlenmektedir.>® Tani, diger olasi nedenlerin diglanmas: ile konul-
maktadir.! Tedavide 6ncelikle kortikosteroidler yer almaktadir.?

Bu ¢alismada, poliklinigimize {i¢iincii kez tekrarlayan tek tarafli or-
bital agr1, goz kapag: disiikligii, gozde kizariklik ve bakis kisitlilig ile gift
goérme ortaya ¢iktig: icin bagvuran, orbital miyozit tanis1 koydugumuz,
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daha 6nce benzer iki klinik atak nedeni ile mig-
ren ve kiime tipi bag agris1 tanist almis, ancak te-
daviye yanit vermemis olan ve uyguladigimiz
steroid tedavisi ile diizelme izlenen olgu sunul-
mustur.

I OLGU SUNUMU

Otuz ti¢ yasindaki kadin hasta bag agrisi, sag go-
ziinde sislik ve ¢ift gorme yakinmalariyla bagvurdu.
Dort ay 6nce sag goziiniin arkasindaki siddetli bir
agriyla uykudan uyandigi, daha sonra da bu go-
sikdyetlerin 2005 ve 2008 yillarinda da olup geg-
tigini ve bu son durumun da gegici olabilecegini
diisinerek hemen bir hekime bagvurmadigini ifade
etti. Son yakinmalarinin ardindan eklenen ¢ift
gorme tizerine poliklinigimize bagvuran hasta kli-
nigimize yatirildi.

Hastanin 6z ge¢misinde, mevcut iki benzer
klinik atak ile migren ve kiime tipi bas agrisi tanisi
aldigi, 5SHT1A agonistleri ve verapamil ile tedavi
edildigi ve yaklasik 10 yil 6nce sifilize bagh pelvik
inflamatuar hastalik tanisiyla tedavi aldigi 6gre-
nildi.

Noérolojik muayenede sag gozde kemozis, pro-
pitozis, pitozis, periorbital 6dem ve her yone bak-
1sta kisithilik mevcuttu. Sistemik muayenesi ve vital
bulgulari olagandi. Kraniyal manyetik rezonans go-
riintiileme (MRG) tetkikinde néropatoloji izlen-
medi. Orbital MRG tetkikinde sag goziin mediyal
ve inferior rektus kaslarinda daha belirgin olmak
tizere tim ekstraokiiler kaslarda kalinlagsma ve
kontrast tutulumu saptand: (Resim 1).

Mevcut goriiniim nedeniyle 6ncelikle tiroid or-
bitopati tams: diisiiniilerek tiroid fonksiyon testleri,
tiroid otoantikor testleri ve tiroid ultrasonografi
(USG) tetkiki yapildi. Bu incelemeler normal
sinirlarda idi. Orbital inflamatuar hastalik etiyoloji-
sine yonelik hemogram, biyokimya, sedimentasyon,
CRP, rutin idrar tetkiki, ANA, anti-dsDNA, c-
ANCA, p-ANCA, antifosfolipid antikor, anti-SCL
70, C3 ve C4, RF, TPHA, VDRL-RPR, serum pro-
tein elektroforezi, 24 saatlik idrarda kalsiyum dii-
zeyi, viral belirtegler (HSV, HIV, HCV, HBV),
akciger grafisi, elektrokardiyografi (EKG), toraks to-
mografisi, abdomen USG, ekokardiyografi (EKO),
orbital USG ve gorsel uyarilmis potansiyel [visual
evoked potential (VEP)] tetkikleri yapildi (Tablo 1).

RESIM 1: Aksiyel T1W ve T2W kesitlerde, sagda mediyal rektus ve lateral rektus kaslarinda daha belirgin olmak (izere ekstraokiiler kaslarda kalinlasma ve

koronal kesitlerde kontrast tutulumu izlenmektedir.
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TABLO 1: Orbital inflamatuar hastalik etiyolojisi.*

Sarkoidoz

Sifiliz

Lyme hastaligi

Whipple hastaligi

Herpes zoster

inflamatuar barsak hastaligji
Wegener granilomatozisi
Poliarteritis nodosa
Sistemik lupus eritematozus
Romatoid artrit
Skleroderma

Psoriyatik artropati

Dev hilcreli miyokardit
Kawasaki hastaligi
Postvaksinal reaksiyon

Hastaya, idiyopatik orbital miyozit tanisi ile 1
mg/kg/glin oral prednizolon (60 mg/giin) basland:
ve ayaktan takip edilmek {izere taburcu edildi. On
bes giin sonra orbital agr1 ve ¢ift gorme sikayetle-
rinde artis olmasi nedeni ile poliklinigimize bagvu-
rusu lizerine hasta, klinigimize yatirildi ve 1 g/giin
IV metilprednizolon 7 giin stireyle uygulandi. $i-
kayetlerinde azalma ve kliniginde kismen diizelme
gozlenen hastaya, 60 mg/giin oral steroid tedavisi
baglandi. Kliniginde 1limli diga bakis kisitlilig1 ve
diplopi disinda bulgusu olmayan hastanin, ii¢ ay
i¢inde tedavisi 60 mg/giin dozundan tedrici olarak
azaltildi, 20 mg/giin dozuna diigiilerek takip edildi
ve daha sonra izlemde azaltilarak kesildi.

I TARTISMA

Orbital miyozit siklikla (%90) idiyopatiktir. Bilin-
meyen bir nedenle baslayan orbital dokuya kars1
olusan otoimmiin bir reaksiyondur.* Tablo 1’de
orbital inflamatuar hastaliklar ayrintili olarak go6-
rilmektedir.> Cok seyrek olarak baz sistemik has-
taliklarla birliktelik gostermektedir. Sistemik lupus
eritematozus, romatoid artrit, sarkoidozis, sklero-
derma, poliarteritis nodosa, Kawasaki hastalig: gibi

otoimmiin patolojilerde de orbital miyozit goriile-
bilmektedir.®’

Gocuklarda en sik viral USYE sonrasi, adéle-
sanlarda en sik inflamatuar barsak hastalig: sira-
sinda gorilir. Olgumuzun higbir gastrointestinal
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yakinmas: ve ates yiiksekligi yoktu; eritrosit sedi-
mentasyon hizi, CRP, vaskiilit belirtecleri, hemog-
ram, karaciger fonksiyon testleri, akciger grafisi
normal sinirlarda idi. Inflamatuar bagirsak hasta-
lig1 ve diger vaskiilitlere yonelik aile 6ykiisii nega-
tif idi. Olgumuzda bu otoimmiin patolojiler ve
lenfoproliferatif hastaliklar klinik ve laboratuvar
bulgular esliginde diglanda.

Agrili oftalmoplejinin ayirici tanisinda bulu-
nan, intrakraniyal yer kaplayan olusum, anevrizma,
arteriyovenoz fistiil, kavernoz siniis trombozu ta-
nilarimi diglamak amaciyla gekilen kraniyal MRG
normal olarak degerlendirildi. Kavernoz siniisiin
graniilomat6z infiltrasyonuna sekonder olarak ge-
lisen agrili oftalmopleji ve kaverndz siniisten gecen
kraniyal sinirlerin (III, IV, V ve VI. kraniyal sinir-
ler) parezisi ile karakterize Tolosa-Hunt sendromu
da ayiric1 tanida diisiiniildii, kraniyal goriintiile-
mede kavernoz siniisiin normal olmas: nedeni ile
hastamizda bu tanidan uzaklasildi.® Agrili oftal-
moplejinin diger nedenleri de dislanan, akut bas-
langich orbital agrisi, periorbital 6demi ve bakis
kisitliligs olan, orbital goriintiilemede ekstraokiiler
goz kaslarinda kalinlasma ve 6dem saptanan hasta-
mizda, idiyopatik orbital miyozit tanis1 diistiniildii.

Literatiirde Herpes viriis enfeksiyonu ve Lyme
hastalig1 sirasinda veya grip asist sonrasinda orbital
miyozit gelisen olgular bildirilmistir.”!° Hastamizda
yakin tarihte yapilmis bir agilanma 6ykdisii yoktu;
HSV seroloji negatif olup, Lyme hastaligin diisiin-
diirecek klinigi yoktu ve teknik nedenlerle serolo-
jisi yapilamadi. Sifiliz serolojisi, gecirilmis sifiliz
tanisin1 desteklemekte idi; norosifiliz diistindiiren
bulgu izlenmedi.

Orbital miyozit, goz hareketleriyle goz etra-
finda agri, propitoz ve ¢ift gérme ile karakterize
akut basglangicli bir hastaliktir. Hastalik bir veya
bircok ekstraokiiler kas: tutabilir. Ekstraokdiler kas-
lar1 tutan hastaliklar arasinda en ¢ok tiroid oftal-
mopati ile karigir. Bu iki hastaligin ayirici tanisinda
gortintiileme yontemlerinin 6nemli bir yeri vardur.
Kural olmamakla birlikte, tiroid oftalmopati varli-
ginda ekstraokiiler kaslarda difiiz ve diizenli bir tu-
tulum mevcut iken, kaslarin tendonu tutulmamak-
tadir."! Orbital miyozitte ise kas tutulumu daha dii-
zensizdir ve tendon tutulumu goriiliir. Hastamizin
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gortintiilemesindeki tendon tutulumunu igeren dif-
fiz kas tutulumu ve steroid tedavisine verdigi
olumlu yanit ve tiroid fonksiyonlari ile diger ince-
lemelerin normal olmas: orbital miyozit tanimizi
desteklemisgtir.

[lk olarak baglanan 60 mg/giin dozundaki oral
steroid tedavi ile yakinmalar1 devam eden hastaya
yedi giin siireyle pulse steroid tedavi uygulandi,
oral yiiksek doz (60 mg/giin) ile idame edildi. Sis-
temik kortikosteroid tedavisine kismen yanit,
alindi. izlemde idame tedavisi kademeli olarak az-
altilip kesildi. Kortikosteroide dramatik yanat, idi-
yopatik orbital miyozit i¢in patognomonik bir
bulgu olarak kabul edilmektedir.'? Orbital miyo-
zitte kortikosteroidlere hizli ve oldukg¢a iyi yanit
olmasina ragmen, niiks olasil1g1 nedeni ile steroid

tedavisinin dort-alt1 hafta devam edilmesi ve
yavas yavas azaltilarak kesilmesi onerilmektedir.
Bazi hastalarda steroid bagimliligi veya direnci go-
riilebilir. Retrospektif bir ¢aligmada, %52 gibi ol-
dukca yiiksek bir oranda niiks bildirilmigtir.'
Kortikosteroid yanitinin da zamanla azaldig: bil-
dirilmis olup, kortikosteroidlere yanitsizlik ha-
linde azatioprin, siklosporin, metotreksat,
siklofosfamid, IVIG ve 2-30 Gy bolinmiis doz rad-
yoterapi denenebildigi bildirilmistir.'*'” Litera-
tlirde, cerrahi dekompresyon uygulanan hastalar
da mevcuttur.'®

Bu olguyu sunmamizin amaci; bas agris1 ya-
kinmasiyla noroloji polikliniklerine bagvuran ve
agrili oftalmopleji klinigi olan hastalarin ayrici ta-
nisinda, orbital miyozit tanisini vurgulamaktir.
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