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OZET

Sublingual travmatik iilser; neonatal ve infantil donemde, ozellikle di-
lin ventral yiizeyinde gériilen nadir bir reaktif lezyondur. Alt insisiv
diglerin tekrarlayan travmasi ve buna karst lokal immiin reaksiyon ne-
deniyle ortaya cikar.

Olgumuz; sublingual genis iilserasyonu olan, malignite én tams: ile bi-
opsi uygulanmug 8 aylik erkek bebektir. Histopatolojik olarak; mukoza-
da iilserasyon, submukozada eozinofil, lenfosit ve plazma hiicrelerin-
den zengin iltihabi hiicre infiltrasyonu izlenmistir. Travmay: ortadan
kaldirmaya yonelik konservatif tedaviden sonra lezyonda tama yakin
iyilesme gozlenmigtir.

Bu lezyonun taminmasi; klinik olarak malignite ile karigabilmesi, aile-
sel disotonomi, mikrosefali gibi bazi anomalilerle birlikte goriilebilme-
si ve basit yontemler ile tedavi edilebilmesi acisindan énemlidir.
Anahtar kelimeler: Riga-Fede Hastali1, sublingual iilser, travma

SUMMARY

A case report: Riga-Fede Disease

Sublingual traumatic ulceration is a rarely seen reactive lesion that oc-
curs on the ventral surface of the tongue in neonates and infants. It de-
velops as a result of repetitive trauma of the lower incisor teeth and im-
mune response to the trauma.

Our report is an eight month-old infant male that have sublingual wi-
de ulceration. He was thought to have malignity and examined by bi-
opsy. Histopathologically there was ulceration in mucosa. In submuco-
sa these lesion was characterized by a mixed inflammatory reaction
that includes eosinophils, lymphocytes, and plasma cells. After the con-
servative treatment that focused on eliminating the source of trauma,
nearly total healing was observed.

The diagnosis of this lesion is very important because it has ability to
simulate a malignant process. It is often associated with familial dysa-
utonomia, microcephaly and treatment is possible by simple methods.
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GiRiS

Riga-Fede Hastalig1; neonatal ya da infantil donemde
ortaya ¢ikan, mandibular santral insisiv dislerin dilin
ventral ylizeyine karg1 travmatik etkisi ile geligen sublin-
gual iilserasyon olarak tanimlanmaktadir (1,2).

Lezyon klinik olarak ilk defa 1857 yilinda Cadarelli
tarafindan 6liime neden olan sublingual iilserasyon ola-
rak bildirilmis , 1881 yilinda Antonio Riga tarafindan
bugiin bilinen klinik sekliyle tamimianmis, 1890 yilinda
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ek olgular ile Francesco Fede tarafindan histopatolojisi
ortaya koyulmustur (1,2,3). Riga Hastalig1, Riga aft1, Fe-
de Hastaligi, Cadarelli Hastalig1, Cadarelli afti, Cadarel-
li Sendromu, Riga papillomu, sublingual travmatik iilser,
sublingual graniilom, travmatik atrofik glossit, stromal
eozinofilili travmatik iilseratif graniilom (TUGSE) gibi
isimlerle de anilmaktadir (2,3).

Gelisiminde genellikle dogumda mevcut olan (natal)
ya da erken olarak dogumdan sonraki ilk bir ay iginde ¢1-
kan (neonatal) dislerin tekrarlayan travmatik etkisi so-
rumlu tutulmaktadir. Bununla birlikte normal zamaninda
¢ikan dislerin etken oldugu lezyonlar da bildirilmigtir
(3,4,9).

Klinik olarak; dilin ventral yiizeyinde iilserasyon ala-
n1 olarak baglar. Travmanin devami nedeniyle iilseratif
graniilom goriiniimiinde kitle halini alir ve malignite ile
karistirlabilir (1). Beraberinde agr olusturursa beslenme
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Resim 1: Yiizeyi polimorfoniikleer 16kositler, bunlarin
pargaciklan ve fibrinoid materyal iceren eksuda ile kapli genis
iilserasyon alan1 (HEx200).

Resim 2: Submukozada fibrotik zeminde, sag list kosede
¢cizgili kas lifleri arasina giren polimorfik inflamatuar infil-
trasyon (HEx100).

bozuklugu ve dehidratasyona neden olabilir. Enfeksiyon
eklenebilir (3).

Histopatolojisinde; epiteldeki iilserasyona ek olarak
submukoza, kas ve mindr tiikriik bezlerine uzanan, eozi-
nofilden zengin, polimorfik inflamatuar infiltrasyon go-
riiliir (6).

Tedavide temel hedef travmayi ortadan kaldirmaktir.
Bu amagcla diglerin keskin yiizeylerini diizlestirme, dis
yiizeylerinin ¢esitli maddelerle kaplanmasi, travmayi
azaltict besleme yontemi Onerileri ve besleme cihazlari,
semptomlarin tedavisi, lezyonun eksizyonu ve dislerin
cekilmesi gibi yontemler kullamlir (2,3,5). Higbir tedavi
uygulanmadan kendiliginden iyilesen lezyonlar da bildi-
rilmektedir (7).
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OLGU SUNUMU

In vitro fertilizasyon (IVF) yontemi yardimu ile diin-
yaya gelen sekiz aylik erkek bebek dil altinda iyilegsme-
yen yara yakinmast ile ailesi tarafindan SB Istanbul Egi-
tim ve Arastirma Hastanesi Kulak Burun Bogaz Hasta-
liklar1 Poliklinigi’ne getirildi. Oykiisiinde; bebegin anne
siitii ile beslendigi, beslenme sirasinda huzursuzluk ya da
aglama gibi agriya yonelik herhangi bir belirti gésterme-
digi ifade edildi. Lezyonun iki ay once kiigiik iilser sek-
linde bagladigi, bagka bir merkezde uygulanan medikal
tedaviye (topikal fungusid) ragmen iyilesmedigi ve za-
manla kitle seklini aldig1, yaklasik 2cm. capli bu kitlenin
eksize edildigi ancak eksizyon sonrasinda kitlenin orta-
dan kalkmasina ragmen iilserin devam ettigi belirtildi.
Eksizyon materyaline ait bagka bir merkezde rapor edi-
len patolojik tant “nonspesifik iilser, graniilasyon doku-
su” olarak kaydedildi.

Fizik muayenede; dil altinda, hemen hemen tiim yii-
zeyi kaplayan, 2,3x1,5cm olciilerinde, iizeri sari-beyaz
renkli eksudatif materyal ile kapli iilserasyon alani ve
cevre mukozada eritem izlendi. Mandibular santral insi-
siv iki adet digin mevcut oldugu gozlendi. Aile tarafin-
dan dislerin dogumdan sonraki besinci ay icinde ¢iktig
ve iilserasyonun dis ¢ikisindan bir hafta sonra gelistigi
belirtildi. Sistemik muayene ve rutin laboratuar tetkikle-
ri normal olarak degerlendirildi. Lezyondan alinan
punch biopsi materyali ve eksizyon materyaline ait para-
fin blok ve hematoksilen-eozin boyali preperatlar malig-
nite 6n tanisi ile klinigimize génderildi.

Her iki materyalden hazirlanan hematoksilen-eozin
boyal1 kesitlerde mukoza ¢ok katli yassi epitelinde; yii-
zeyi polimorfoniikleer 16kositler, bunlarin parcaciklan
ve fibrinoid materyal iceren eksuda ile kaph genis iilse-
rasyon alani (resim 1), ¢cevre mukozada reaktif epitelyal
hiperplazi dikkati cekti. Submukozada ve ¢izgili kas lif-
leri arasinda (resim 2); ¢ok sayida sigkin endotelli da-
marsal yapilar (resim 3) ve eozinofillerden zengin, plaz-
ma hiicreleri, kiiciik lenfositler ve histiositlerin yer aldi-
&1 polimorfik inflamatuar infiltrasyon (resim 4 ) mevcut-
tu. Yapilan PAS boyamada fungal organizma izlenmedi.
Immiinohistokimyasal calismada; kiiciik lenfoid hiicrele-
rin bilyiik ¢ogunlugunun CD45RO (+) T lenfositler oldu-
8u gozlendi . Klinik ve histopatolojik bulgular birlestiril-
diginde olguya Riga-Fede Hastalig1 (neonatal sublingual
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travmatik iilser) tamsi verildi.

Eksizyondan bir buguk ay, punch biopsiden bir hafta
sonra lezyonun tamamen iyilestigi ifade edildi. Izlemler-
de dordiincii ayda niiks gozlenmedi.

TARTISMA

Oral mukozada yerlesen eozinofilik iilserlerin neona-
tal ve infantlarda ortaya ¢ikan 6zel bir formu olan Riga-
Fede Hastahi1, dilin alt yiizeyinde travma etkisiyle geli-
sen nadir bir reaktif lezyondur. Literatiirde Riga-Fede
Hastalig1 ismiyle yayinlanmig on sekiz olgu mevcuttur
(1,2,3).

Normal zamaninda primer dis ¢ikigi dogumdan sonra
altinci ay civarinda gergeklesir (3,4). Riga-Fede Hastali-

&1 genellikle natal ya da neonatal dig formasyonu ile bir-

Resim 3: Belirgin damarsal yapilar (HEx300).

Resim 4: Fokal alanlarda daha belirgin olan eozinofil 16kosit
infiltrasyonu (HEx400).

likte bildirilmis olmasina ragmen olgumuzda oldugu gi-
bi zamaninda ¢ikan primer disler ile iligkili lezyonlar da
mevcuttur (2,3,4). Bildirilen en kii¢iik olgu on giinliik, en
biiyiik olgu ise yirmi ayliktir (3,8). Olgumuzda lezyonun
olusum zamani dogumdan sonraki beginci ay sonu olup
zamaninda ¢ikan primer dislerin etkisi ile gelisen en kii-
¢iik olgudur. Oral mukozanin diger eozinofilik tilserleri
ise ileri yaslarda da goriilebilir ve bildirilen en yash olgu
92 yagindadir(7).

Lezyonun patogenezinde tekrarlayan travma sonu-
cunda olusan epitel iilserasyonunun; mikroorganizmalar,
toksik ajanlar ve yabanci proteinler i¢in mevcut bariyeri
ortadan kaldirdig1, subepitelyal dokularla karsilagan bu
yabanci etkenlerin inflamatuar reaksiyonu ve mast hiic-
resi-eozinofil gociinti indiikledigi ileri siirillmektedir
(2,7). Olgumuzda eozinofiller yogun olarak izlenmekle
birlikte mast hiicreleri sayica normal olarak degerlendi-
rildi.

Riga-Fede Hastaligi, familyal disotonomi,iiniversal
agn kaybi, mikrosefali gibi bazi bozukluklar ile birlikte
de bildirilmistir (8,9). Olgumuzda beslenme esnasinda
agn duyuldugunu diistindiiriicek belirtiler mevcut degil-
dir ancak agr1 bozukluguna ait herhangi bir bulgu saptan-
mamigtir.

Oral iilserler; fiziksel ya da kimyasal travma, aftdz
stomatit, enfeksiyoz ajanlar, allerjik reaksiyonlar, neop-
lastik ve sistemik hastaliklara bagl olarak ortaya cikabi-
lir ancak en sik travmatik ve aftdz iilserler goriiliir. Dil-
de goriilen travmatik iilserlerin kisa siirede ortaya ¢ikma-
lart primer maligniteleri ve fungal enfeksiyonlar1 akla
getirebilir. Ayrica travmatik iilserler, klinik ve histopato-
lojik olarak aftoz iilserler ile olduk¢a yakin benzerlik
gosterir. Aftoz iilserler genellikle dilin yan kenarlarinda
ve ucunda ortaya ¢ikar. Travmatik iilser ile aftoz iilser
ayrimi irritasyon kaynagimi agiga ¢ikaran klinik oykii ile
miimkiindiir. Pernisiy6z anemili hastalarda dilin ventral
ylizeyinde travmatik iilserlere ¢cok benzeyen iilserler go-
riilebilir. Bu nedenle uzun siireli lezyonlarda tam kan sa-
yimi, hematokrit, hemoglobin, vitamin B12 ve folik asit
diizeyleri, serum ferritin diizeyi gibi ek tetkikler yapil-
mahdir. Ayrica bu tetkikler cocukluk ¢aginda dilin yan
kenarlarinda iilsere neden olabilecek olan hematolojik
malignitelerin de diglanmasini saglar. Lésemilerde gorii-
ler lezyonlar; genellikle oval sekilli, kenarlar1 kabarik,
tabaninda nekroz dolayisiyla kirli sart renkli materyal
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bulunan derin iilserlerdir ve inflamatuar lezyonlarda go-
rillen lezyon cevresindeki eritem genellikle goriilmez
2.7.

Riga-Fede Hastaligi’nin taninmast; klinik olarak ma-
lignite, histopatolojik olarak nonspesifik lezyonlar ile
karisabilmesi agisindan dnemlidir. Olgumuzda da klinik
tam1 malignite, ilk patolojik tam ise nonspesifik iilser,
graniilasyon dokusu seklindedir ve bir saglik merkezine
itk bagvuru ile tan arasinda gecen zaman yaklasik 2 ay-
dir. Agrili lezyonlarda tedavisiz gegen bu siire beslenme
bozuklugu ve dolayisiyla malniitrisyon, dehidratasyon
gibi ciddi problemlere neden olabilir (1).
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