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Streszczenie:

W pracy przedstawiono przypadek 28-letniego mezczyzny z obustronnym odtgczeniem naczynidwki i surowiczym odwarstwie-

niem siatkdwki, u ktérego rozpoznano idiopatyczny zesp6t wysiekowy naczyniowki. Leczenie operacyjne obejmowato obuocznie
sklerektomie pod ptatkiem twardéwki, podczas reoperacji zas — petnoscienng sklerektomie oka lewego. Uzyskano przytozenie
siatkowki w obojgu oczach i znaczacg poprawe widzenia. Trzy miesigce pdzniej doszio do powiktania w postaci przedniej niedo-
krwiennej neuropatii nerwu wzrokowego oka prawego. W oku lewym po fakoemulsyfikacji zamy rozwinat sie przewlekly torbie-

lowaty obrzek plamki.
Stowa kluczowe:
Summary:

odwarstwienie siatkéwki, odfgczenie naczyniéwki, zespét wysiekowy naczyniéwki.
The current paper presents a case of unique presentation of idiopathic uveal effusion syndrome. The 28 years old patient with

combined bilateral choroidal and retinal detachment, recurrent in the left eye, underwent surgical procedures. He was treated
with lamellar sclerectomy under the scleral flap in both eyes and another sclerectomy in the left eye later on. The apposition of
the retina was achieved in both eyes and visual acuity improved significantly. Three months later, the patient developed anterior
ischemic optic neuropathy in the right eye. In left eye after cataract phacoemulsification, persisted cystoid macular edema ap-

peared.
Key words:

Idiopatyczny zesp6t wysigekowy naczynidwki jest schorze-
niem, ktére charakteryzuje sie spontanicznym wysiekowym
odtaczeniem naczynidwki i ciata rzeskowego, zmiennym, nie-
przedarciowym odwarstwieniem siatkéwki i zazwyczaj prawid-
towym cis$nieniem $rédgatkowym (1). Pierwszy opis klinicznego
przypadku samoistnego odigczenia naczyniowki przedstawit
von Graefe, natomiast jego podstawy histologiczne — Vernhoeff
i Waite w 1858 r. Po raz pierwszy nazwe schorzenia podali
Schepens i Brockhurst w 1963 r. (2).

Opisany przez nas przypadek przedstawia obraz zespotu wy-
sieckowego naczynidwki, ktérego dosy¢ typowy przebieg zostat
powiktany najpierw przednig niedokrwienna neuropatia, a pdz-
niej réwniez torbielowatym obrzekiem plamki.

Opis przypadku
Mezczyzna (lat 28) zostat skierowany do Kliniki Choréb Oczu
Collegium Medicum Uniwersytetu Mikotaja Kopernika w Byd-

retinal detachment, choroidal detachment, uveal effusion syndrome.

goszczy w lutym 2009 r. z powodu trwajgcego od kilku tygodni
pogorszenia ostro$ci wzroku i podwyzszonego ci$nienia we-
wnatrzgatkowego obojga oczu ze wstepnym rozpoznaniem za-
palnego odtaczenia naczyniéwki. W momencie przyjecia pacjent
byt leczony miejscowo i ogdlnie steroidami. Charakteryzowat
sie niskorosto$cig wywotang najprawdopodobniej stosowaniem
w dziecinstwie steroidowych lekéw przeciwzapalnych w daw-
kach przewlektych z powodu nawracajgcego zapalenia krtani.
W dziecinstwie zdiagnozowano u niego réwniez ubytek w prze-
grodzie miedzykomorowej serca, ktéry ulegt samoistnemu za-
ro$nigciu. W badaniu przedmiotowym stwierdzono, ze ostro$¢
wzroku wynosi w oku prawym 4/50 z korekcjg +3,00 Dsph
+ 1,50 Dcyl ax 90°, w oku lewym 1/50 z korekcjg +2,75 Dsph
+ 1,50 Dcyl ax 90°, ci$nienie wewnatrzgatkowe odpowiednio —
41 mmHg i 40 mmHg.

W odcinkach przednich obojga oczu nie znaleziono zadnych
patologii. W oku prawym obserwowano wysokie odwarstwie-
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nie siatkéwki w dolnych kwadrantach, w oku lewym obejmo-
wato ono 3 kwadranty (ryc. 1A, B). Podczas badania obwodo-
wej czesci dna oka nie znaleziono przedar¢ siatkéwki. Na jej
przytozonych fragmentach widoczne byty natomiast rozsiane
zmiany barwnikowe odpowiadajace obrazowi ,skdry lampar-
ta”. W badaniu ultrasonograficznym stwierdzono echa odwar-
stwionej siatkéwki i surowiczego odtaczenia naczyniéwki oraz
znaczne pogrubienie $ciany gatki ocznej (ryc. 1C, D). Angiogra-
fia indocyjaninowa potwierdzita wystepowanie obustronnego
odwarstwienia siatkdwki i wykazata obecno$¢ poszerzonych
naczyh zylnych naczyniéwki (ryc. 1E, F).

Ryc. 1. Stan pacjenta w momencie przyjecia. A, B — obraz dna oczu
prawego i lewego z widocznym obustronnym surowiczym
odwarstwieniem siatkéwki. C, D — badanie USG pokazato
w obojgu oczach odwarstwienie siatkéwki, niewielkie odfacze-
nie naczyniéwki oraz wyrazne zwigkszenie grubosci twardéwki.
E, F — w angiografii indocyjaninowej oczu prawego i lewego wi-
doczny jest zastdj barwnika w poszerzonych naczyniach zylnych
naczyniéwki. Blokade fluorescenciji w dolnych kwadrantach po-
woduje plyn, ktdry znajduje sie pod siatkdwka.

State during the admission. A, B — Right and left eye fundus
image with bilateral exudative retinal detachment. C, D —
B-scan ultrasound showed in both eyes retinal detachment,
small choroidal detachment and significant thickening of the
sclera. E, F — Indocyanine green angiography in both eyes de-
monstrated in both eyes presence of dye retention in dilated
choroidal veins. The blockade of the fluorescence in the infe-
rior quadrants is related to the presence of subretinal fluid.

Fig. 1.

Woykonano réwniez pomiary dtugosci gatek ocznych — gat-
ka prawa miata 20,71 mm, lewa za$ 20,72 mm. Na podstawie
obrazu klinicznego i wynikéw wykonanych badah mozna byto
postawi¢ rozpoznanie: zesp6t wysiekowy naczynidwki obojga
oczu. Z powodu podwyzszonego cisnienia wewnatrzgatkowego
wykonano badanie gonioskopowe — stwierdzono kat otwarty,
$rednioszeroki — oraz wtaczono leki przeciwjaskrowe — 0,5%
timolol (Oftensin) i brimonidyne (Alphagan) — ktére spowodo-

waly jego normalizacje. Ze wzgledu na utrzymujgce sie odwar-
stwienie siatkéwki podjeto decyzje o leczeniu operacyjnym.
W znieczuleniu ogdlnym wykonano sklerektomie pod ptatkiem
twardowki (wielkosci 4 mm x 5 mm) w kwadrantach dolnych
oka lewego w odlegto$ci 8—10 mm od rabka rogéwki z upusz-
czeniem plynu podsiatkéwkowego. Wyciety fragment twardéw-
ki przekazano do badania histopatologicznego (ktére nastepnie
zostato rozszerzone o barwienia histochemiczne) (ryc. 2).
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Fragmenty twardéwki, ktére zostaty wyciete podczas sklerek-
tomii, w badaniu histopatologicznym: A — barwienie eozyng
i hematoksyling: obecne rozlegte pola szklistych mas, wsréd
ktérych widoczne sa pojedyncze komérki wrzecionowate (fi-
broblasty). B — impregnacja solami srebra — liczne, grube i nie-
regularne peczki wiékien kolagenu, ktére tworzg uktady wiro-
wate.

Specimens of the sclera excited during sclerectomy in histo-
pathological examination: A — Eosin and hematoxylin staining
— big areas of glassy sclera with single spindle cells (fibro-
blast). B — Silver impregnation — numerous thick and irregular
collagen bundles which produce spin system.

Ryc. 2.

Fig. 2.

W 2. dobie po operacji siatkéwka byta przytozona, widzenie
ulegto poprawie z 1/50 do 0,2 z odpowiednig korekcjg wg tablic
Snellena.

Po okoto 3 tygodniach po sklerektomii oka lewego pacjenta
ponownie przyjeto do Kliniki Choréb Oczu Collegium Medicum
Uniwersytetu Mikotaja Kopernika w Bydgoszczy w celu operacji
oka prawego. Widzenie oka prawego nie ulegto zmianie, nato-
miast oka lewego poprawito si¢ z 0,2 do 0,5 z korekcja. Badanie
ultrasonograficzne potwierdzifo obecno$¢ odwarstwienia siat-
kéwki w oku prawym oraz uwidocznito niewielkie odwarstwie-
nie siatkéwki w oku juz operowanym. Uzyskano réwniez wyniki
badan wycinka twardéwki, ktéry pobrano podczas pierwszej
operacji. W poréwnaniu do prawidtowego wygladu twardéwki
stwierdzono obecnos$¢ nieregularnych uktadéw peczkéw kola-
genu, co ostatecznie potwierdzito rozpoznanie idiopatycznego
zespotu wysigkowego naczyniéwki (ryc. 2). Przeprowadzono
kolejng operacjg, tym razem opisang powyzej procedure wyko-
nano w oku prawym. W trzeciej dobie po operacji nastapity po-
prawa widzenia oka prawego do 0,3 z korekcjg jak w dniu przy-
jecia oraz przytozenie siatkéwki w operowanym oku. Pacjenta
wypisano do domu. Po okresie okoto 2 miesiecy pacjent zgtosit
sie ponownie z powodu pogorszenia widzenia okiem lewym.
Stwierdzono pefng ostro$§¢ wzroku oka prawego, lewe nato-
miast widziato jedynie ,ruchy reki”. Badaniem przedmiotowym
potwierdzono przytozenie siatkéwki oka prawego, w oku lewym
natomiast pecherze odwarstwionej siatkéwki byty widoczne tuz
za soczewka. Podjeto wiec decyzje o reoperacji oka lewego,
podczas ktdrej wykonano — tym razem w kwadrantach gérnych
skroniowym i nosowym — petno$cienng sklerektomie z punkcjg
ptynu podsiatkéwkowego. Siatkéwka ulegta powtérnemu przy-
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tozeniu, potwierdzato to rédwniez badanie ultrasonograficzne.
Widzenie okiem lewym poprawito sie do 1/50 z korekcjg. Pa-
cjenta wypisano do domu.

Nagty spadek ostro$ci wzroku — tym razem oka prawego
— zmusit pacjenta do wizyty kontrolnej po kolejnym miesigcu.
Ostro$¢ wzroku z korekcjg wynosita odpowiednio 1/50 knp
w oku prawym i 0,1 w oku lewym. Badaniem przedmiotowym
stwierdzono znacznego stopnia obrzek tarczy nerwu wzrokowe-
go oka prawego z ptomykowatymi wybroczynami i poszerzony-
mi naczyniami zylnymi (ryc. 3A). Siatkéwki w obojgu oczach
byly przytozone, a w ich obwodowej czes$ci widoczne byty ob-
szary przegrupowania barwnika pod postacig charakterystycz-
nego obrazu ,skéry lamparta” (ryc. 3A, B).

Angiografia fluoresceinowa uwidocznita obrzgk tarczy nerwu
wzrokowego oka prawego z wyraznym obszarem niedokrwienia
w jej dolnej skroniowej czesci (ryc. 3C, D).

Ryc. 3.

Przednia niedokrwienna neuropatia nerwu wzrokowego w oku
prawym. A — zdjecie kolorowe dna oka prawego. Widocz-
ny jest blady obrzek tarczy n. Il z ptomykowatg wybroczyng
w kwadrancie skroniowym gérnym. Od dotu widoczne prze-
grupowania barwnika typowe dla obrazu ,skéry lamparta”
B — tarcza nerwu wzrokowego w oku lewym na zdjeciu koloro-
wym ma ostre granice. C — wczesna faza zylna angiografii flu-
oresceinowej pokazuje poszerzone naczynia na tarczy nerwu
wzrokowego oraz liczne ogniska hipofluorescencji odpowiada-
jace obrazowi ,skéry lamparta”. D — w péznej fazie angiografii
fluoresceinowej widoczne sa obszar niedokrwienia w dolnej
skroniowej cze$ci tarczy nerwu wzrokowego oraz hiperfluores-
cencja zwigzana z gromadzeniem si¢ fluoresceiny na pozosta-
tym obszarze tarczy.

Anterior ischemic optic neuropathy in the right eye. A — Co-
lor image of the right fundus. Swollen optic disc with flame-
-shaped hemorrhage in supra-temporal quadrant. Inferiorly the
pigmented dots described as leopard spot can be observed.
B — Left eye optic disc has distinct borders without edema.
C — Early venous phase of fluorescein angiography shows
dilated small vessels on the optic disc and leopard-spot pat-
tern of hypofluorescence. D — In the late phase of examination
nonperfused area in infero-temporal part of optic disc can be
observed together with hiperfluorescence due to dye accumu-
lation in remaining part of the disc.

Fig. 3.

Kiedy stwierdzono przednig niedokrwienng neuropatie nerwu
wzrokowego oka prawego, wigczono dozylng steroidoterapie. Wi-
dzenie okiem prawym po kilku dniach ulegto poprawie do 0,1 z ko-
rekcja. Podczas wizyty kontrolnej — 3 tygodnie pézniej — ostro$é

wzroku z korekcjg w oku prawym utrzymywata sie na tym samym
poziomie. Zauwazono natomiast znaczne zmniejszenie sie obrzeku
tarczy nerwu wzrokowego, przy czym siatkéwki obojga oczu po-
zostawaly przylozone. Wykonano badanie spektralnej tomografii
optycznej (SOCT), w ktérym stwierdzono: w oku prawym obec-
no$¢ delikatnej btony przedsiatkéwkowej, w oku lewym — zmian
zanikowych zewnetrznych warstw siatkdwki (ryc. 4A-F). Nalezy
dodag, ze jako$¢ badania oka lewego byta staba z powodu powsta-
tych w soczewce zmetnien podtorebkowych.

ey e TR

...'I‘.;‘.ﬂﬂl.-v__'_h#-.l o T =

Ryc. 4. Plamka w badaniu SOCT — przedstawiono wytacznie przekro-
je przechodzace przez centralng cze$¢ dotka: A — plamka oka
prawego 12 miesiecy po zabiegu sklerektomii. Cienka btona
przedsiatkéwkowa na powierzchni siatkéwki. B — plamka oka
lewego 6 miesiecy po drugiej sklerektomii. Widoczny jest
brak hiperrefleksyjnej linii odpowiadajacej granicy migdzy we-
wnetrznymi i zewnetrznymi segmentami fotoreceptoréw. C —
plamka oka lewego dwa miesigce po fakoemulsyfikaciji zaémy,
widoczne sg duze przestrzenie torbielowate potozone $rddsiat-
kéwkowo. D, E — plamka oka lewego odpowiednio 3 i 4 mie-
sigce po fakoemulsyfikacji zaémy, widoczny jest utrzymujacy
sie torbielowaty obrzek. F — pig¢ miesigcy po fakoemulsyfi-
kacji zaémy doszto do znacznej regresji zmian torbielowatych
w plamce oka lewego. Nadal utrzymujg sig zaburzenia reflek-
syjnosci dotyczace fotoreceptordw.

Macula in SOCT examination — only cross-sections running
through the central part of the fovea are presented: A — Right
macula 12 months after sclerectomy. Thin epiretinal membra-
ne on the retinal surface can be recognized. B — Left macula
6 months after second sclerectomy with lack of hiperreflective
line of inner/outer photoreceptor segments junction. C — Left
macula two months after cataract phacoemulsyfication with
big intraretinal cysts. D, E — Left macula respectively 3 and
4 months after phacoemulsyfication with persistent cystoid
macular edema. F — Five months after cataract phacoemulsy-
fication significant regression of cystic spaces was observed
in the left eye. However reflectivity disturbances concerning
photoreceptors are still present.

Fig. 4.

Dziesig¢ miesiecy pdzniej wykonano niepowikfany zabieg
fakoemulsyfikacji zaémy oka lewego ze wszczepem soczewki
zwijalnej do torebki. Po krétkotrwatej poprawie ostro$¢ wzroku
z korekcjag w lewym oku obnizyta sie do 0,3. W badaniu SOCT
wykryto obecno$¢ torbielowatego obrzgku plamki. Obrzek ten
pomimo terapii niesteroidowymi lekami przeciwzapalnymi, le-
kami steroidowymi podawanymi ogélnie i miejscowo oraz inhi-
bitorami anhydrazy weglanowej (acetazolamidem) podawanymi
ogolInie ulegt zmniejszeniu dopiero 5 miesiecy pézniej. Podczas
ostatniej wizyty kontrolnej (styczen 2011 r.) ostro$¢ wzroku
z korekcja wynosita 0,3 w oku prawym i 0,4 w oku lewym. Po
terapii wytgcznie brimonidyng podawang 2 razy na dobe ci-
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$nienie wewnatrzgatkowe w obojgu oczach osiggnefo poziom
15,6 mmHg. W zadnym z oczu nie stwierdzono obecnosci su-
rowiczego odwarstwienia siatkéwki. Badanie SOCT pokazato, ze
nadal utrzymuje sie niewielka ilo§¢ ptynu $rddsiatkéwkowego
w oku lewym (ryc. 4F). Chory nadal pozostaje pod obserwacjg
kliniczng i jest zakwalifikowany do fakoemulsyfikacji zaémy oka
prawego z powodu zmetnien podtorebkowych w soczewce.

Omowienie

Zespot wysigkowy naczyniéwki jest rzadkim schorzeniem,
ktére moze wystgpi¢ w prawidfowej gaice ocznej z niezmieniong
lub nieprawidiowa twardéwka, jak réwniez towarzyszy¢ mato-
oczu (3). Oprécz idiopatycznego pochodzenia (3) moze mieé tez
charakter wtdrny do zaburzenn hemodynamicznych (4), stanéw
zapalnych (5) czy nowotworowych (6). W 1983 r. Gass przed-
stawit hipoteze, ktdra zakladata, ze przyczyng idiopatycznego
zespotu wysiekowego naczynidwki sa wrodzone nieprawidfowo-
$ci twardéwki, ktére stanowig bariere dla naczyniéwkowo-twar-
déwkowego transportu biatek (5,6). W pracy przedstawiono opis
dwuletniego okresu leczenia pacjenta z idiopatycznym zespotem
wysiekowym naczyniéwki, ktéry zostat rozpoznany na podstawie
badan klinicznego oraz ultrasonografii typu B. Typowe zmiany
stwierdzone w badaniu dna oka to: nieprzedarciowe odwarstwie-
nie siatkéwki o duzej mobilno$ci zwigzanej z ruchami oka, odta-
czenie naczyniéwki, obecno$¢ zmian o typie ,skéry lamparta”.
W badaniu USG dodatkowo mozna bylo zaobserwowac wyraznie
pogrubiatg twardéwke. Ostatecznie rozpoznanie potwierdzono
badaniem histopatologicznym twarddwki, ktéra zostata pobrana
podczas sklerotomii. Na podstawie stwierdzonych zmian mozna
byfo ustali¢, ze podstawe procesu chorobowego stanowi utrud-
niony odptyw krwi z naczyniéwki, jest on zwigzany z uciskiem,
jaki patologiczna twardéwka wywiera na zyly wirowe. Zgodnie
z klasyfikacja, ktérg w swojej pracy zastosowali Uyama i wsp.,
opisany przypadek zespotu wysiekowego naczyniéwki mozna
zaliczy¢ do grupy z nieprawidtowa twardowka, ale bez mato-
ocza (7). Nalezy jednak zwréci¢ wage, ze chociaz nie wystapity
wszystkie cechy matoocza, gatki oczne w opisywanym przypad-
ku miaty mate rozmiary, tzn. ich dfugo$¢ byta mniejsza niz 21 mm,
a gtebokos$¢ komory przedniej byta prawidtowa.

Ustalenie rozpoznania choroby i jej patomechanizmu po-
zwolito na dobor skutecznej metody leczenia, polegata ona na
wycieciu otworéw w twarddwce (sklerektomia) w celu odbar-
czenia naczyniéwki. Zabieg wykonano dwukrotnie w oku lewym
i raz w oku prawym, spowodowato to szybka i trwatg absorpcje
ptynu z przestrzeni podnaczynidwkowej oraz podsiatkdwkowej.
Niestety, w okresie pooperacyjnym pojawity sie w oku prawym
cechy niedokrwiennej neuropatii nerwu Il. Podobne powikia-
nie zostalo opisane w literaturze u pacjenta z idiopatycznym
zespotem wysiekowym naczynidwki, ktory leczono wytgcznie
zachowawczo (8). Wobec braku innych czynnikéw ryzyka wy-
stapienie tego typu powiktania moze wigzaé sie z zaburzonym
przeptywem krwi w tetnicach rzeskowych tylnych krétkich,
ktory jest spowodowany nieprawidtowg strukturg twarddwki.
Drugim powikfaniem, ktére pojawito sie w oku lewym po fako-
emulsyfikacji zaémy, byt przewlekly torbielowaty obrzek plamki.
Powiktanie to jak dotad nie zostato opisane w literaturze w tej
grupie pacjentéw. Torbielowaty obrzek plamki moze by¢ wyni-
kiem zwigkszonej wrazliwosci naczyn siatkéwkowych na me-

diatory stanu zapalnego, ktérych uwalnianie towarzyszy nawet
niepowikianej fakoemulsyfikacji zaémy (9).

Podsumowujac, mozna powiedzie¢, ze rozpoznanie pierwot-
nego zespotu wysiekowo-naczynidwkowego jest stosunkowo
tatwe i ze jego podstawe stanowig ocena dna oka oraz bada-
nie ultrasonograficzne. Badania angiograficzne i rezonansu ma-
gnetycznego powinni$my wykonaé¢ w celu wykluczenia innych
przyczyn odtaczenia naczyniéwki oraz ewentualnego wtérnego
zespotu wysigkowego naczyniéwki. Zgodnie z danymi z literatu-
ry i na przykfadzie naszego pacjenta, mozna stwierdzi¢, ze w ta-
kich przypadkach sklerektomia jest najskuteczniejszym sposo-
bem leczenia (10-12). Nalezy jednak pamigta¢ o mozliwosci
powiktan w okresie pooperacyjnym, powodujg one, ze pacjenci
z pierwotnym zespotem wysiekowym naczyniéwki wymagaja
systematycznej kontroli, a w przypadku planowego zabiegu usu-
nigcia zaémy — zachowania szczeg6lnych srodkéw ostroznosci.
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