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Santrauka. /vadas. Mezenteriné cistiné limfangioma - retas, létai progresuojantis intraabdominalinis darinys, daZniausiai randamas
plonosios Zarnos pasaite. Retais atvejais limfangioma gali susidaryti taukinéje, gaubtinés Zarnos pasaite ar retroperitoniniame tarpe. Ji
susiformuoja dél neaiskios kilmés limfinés sistemos malformacijy ir dazniau nustatoma vyriskosios lyties pacientams (santykis 5:2). Si biklé
kai kuriems pacientams pasireiskia kartu su imuninés sistemos disfunkcija, todél daznai jtariamas ar net patvirtinamas imunodeficitas.
Kombinuotas imunodeficitas mazina vakciny efektyvuma ir gali sukelti gyvybei pavojinga reakcija. Atvejo aprasymas. 4 m. berniukas
atvyko j Vilniaus universiteto ligoninés Santaros kliniky Vaiky priémimo-skubios pagalbos skyriy dél padidéjusios slapimo paslés. Atlikus
pilvo organy ultragarsinj tyrima, nustatyta normali Slapimo puslé, taciau plonosios Zarnos pasaite rastas 16x11x12 cm cistinis darinys.
Po i$samiy diagnostiniy tyrimy nutarta cistg salinti. Darinio histopatologinis tyrimas patvirtino mezenterinés cistinés limfangiomos
diagnoze. Operacijos metu pilvo ertmés organuose rasta daugybiniy granulominiy dariniy (apie 10 mm skersmens), atliktos jy biopsijos.
I$samis tyrimai dél infekciniy ligy (TBC, HCV, HBV, CMV, EBV ir ZIV) buvo neigiami. Praéjus keliems ménesiams, paciento kairéje
seklidéje atsirado zidininiy pakitimy, kuriy biopsijose aptikta raudonukés viruso RNR. |vertinus paciento kliniking anamneze, ligos eiga
ir laboratorinius rodiklius, nustatytas kombinuotas imunodeficitas, galimai iSprovokuotas raudonukés vakcinos ar naujai issivysciusios
ligos, neturincios specifinio gydymo. Diskusija. Mezenteriné cistiné limfangioma - reta gerybiné buklé ar anomalija, badinga mazdaug
1 atveju i 250 000, dazniausiai pasireiSkianti vaikams, kurie nejaucia simptomuy. Ultragarsinio tyrimo metu 58 proc. atvejy nustatomas
neskausmingas, minkstas, paslankus darinys. Pilvo ertméje granulomy randama retai, todél galima jtarti imuninés sistemos disfunkcija.
Asmenims, sergantiems pirminiu imunodeficitu, raudonukés vakcina siejama su létiniu granulomatoziniu susirgimu, o imuninés sistemos
sutrikimai gali lemti viruso persistavima ir agresyvy imuninés sistemos atsaka. Raudonukeés viruso RNR, rasta séklidés Zidiniuose, patvirtina
viruso iSprovokuota granulomy susiformavima, todél, esant netipinei granulomatozinei reakcijai, svarbu tirti pediatrinius pacientus dél
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imunodeficito, ypac tuo atveju, kai jtariamas provokuojantis veiksnys yra virusiné vakcina. Ankstyvoji diagnostika batina siekiant iSvengti
komplikacijy ir paskirti tikslinga gydyma. ISvados. Mezenteriné cistiné limfangioma - tai intraabdominalinis, gerybinis navikas, dazniausiai
nustatomas maziems vaikams. Veiksmingiausias gydymo metodas, padedantis iSvengti recidyvo, yra visiskas 3io darinio pasalinimas.
Straipsnyje aptariamas klinikinis atvejis rodo, kad svarbu laiku nustatyti imunodeficita pacientams, kuriems diagnozuotos netipinés
pilvo ertmés granulomos. Naujausi tyrimai, atlikti vaikams, sergantiems kombinuotu imunodeficitu, patvirtino sasaja tarp granulomy
atsiradimo jvairiuose organuose ir raudonukeés viruso RNR ar vakcinos. DaZniausiai granulomy randama po MMR vakcinacijos praéjus
2-152 savaitéms (mazdaug vieniems metams).

Reiksminiai Zodziai: mezenteriné cistiné limfangioma, pilvo ertmés granulomos, imunodeficitas, raudonukés virusas.

A Case Report of Mesenteric Cystic Lymphangioma with Multiple Abdominal Organs Granulomas

Abstract. Introduction. Mesenteric cystic lymphangioma is a rare, slow-growing intra-abdominal mass, primarily affecting the small-bowel
mesentery, with occasional involvement of the omentum, mesocolon, and retroperitoneum. Arising from lymphatic malformations of
unclear etiology, it predominantly occurs in males (5:2 ratio). Since this condition coexists with immune dysfunction in some patients,
an underlying immunodeficiency should be considered. Combined immunodeficiency profoundly impairs vaccine efficacy, sometimes
rendering immunization ineffective or triggering severe, life-threatening reactions. Case report. A 4-year-old boy was referred to pediatric
urologists due to an enlarged urinary bladder. Abdominal ultrasound revealed a normal bladder but identified a 16x11x12 cm cystic mass
in the small-bowel mesentery. Further diagnostic tests were performed, and the cyst was surgically excised. Histopathological examina-
tion confirmed the diagnosis of mesenteric cystic lymphangioma. Intraoperatively, multiple granulomatous lesions (about 10 mm dia-
meter) were indentified across abdominal organs, prompting the collection of biopsies. Extensive diagnostic testing, including TBC, HCV,
HBC, CMV, EBV, and HIV, yielded negative results. Subsequently, focal lesions emerged in the left testicle where biopsu analysis detected
rubella virus RNA. Based on the patient’s clinical history, disease progression, and laboratory findings, a diagnosis of combined immunode-
ficiency was established, potentially triggered by a rubella vaccine or a newly acquired condition, for which no specific treatment is avail-
able. Discussion. Mesenteric cystic lymphangioma is a rare benign anomaly, occurring in approximately 1in 250,000 cases, predominantly
in asymptomatic pediatric patients. Ultrasonography typically identifies a painless, soft, mobile mass in 58% of cases. The coexistence of
abdominal granulomas is unusual and suggests underlying immune dysfunction. In individuals with primary immunodeficiencies, rubella
vaccine strains have been implicated in chronic granulomatous disease, indicating that immune defects may facilitate viral persistence
and dysregulated immune responses. The detection of rubella virus RNA in testicular lesions further implicates the virus in granuloma
formation. This highlights the importance of screening forimmunodeficiency in pediatric patients with atypical granulomatous inflamma-
tion, particularly when vaccine-strain viruses are involved. Early diagnosis is essential for optimizing management and preventing com-
plications. Conclusions. Mesenteric cystic lymphangiomas are intra-abdominal tumors primarily affecting young children, with complete
excision being the most effective treatment to prevent recurrence. This case emphasizes evaluating immunodeficiencies in patients with
atypical abdominal granulomas. Recent studies have detected rubella virus antigen and RNA in granulomas across multiple organs in
children with primary immunodeficiencies, typically emerging near the MMR vaccination site within 2 to 152 weeks (average 48 weeks).

Keywords: mesenteric cystic lymphangioma, abdominal granulomas, immunodeficiency, rubella virus.

Ivadas

Mezenteriné cistiné limfangioma — reta, dazniausiai vaikystéje diagnozuojama limfagysliy anomalija,
diferencijuojama nuo kity panasaus tipo ir kilmés intraabdominaliniy dariniu, kurie kartais gali bati
infekuoti, gali paliuoti, kraujuoti ar net sukelti zarny obstrukeija [1-12]. Naujausiuose mokslo straips-
niuose pabréziama limfangiomos diagnostikos svarba, atlickant ultragarso ar kompiuterinés tomografijos
ir histologinius tyrimus, siekiant patvirtinti diagnozg. Vis délto $ios buklés gydymo vadinamasis auksinis
standartas islieka radikalus chirurginis cistos pasalinimas [4, 8-13]. Pacientams, sergantiems pirminiu
kombinuotu imunodeficitu, gali iSsivystyti retos, létinés granulomos, kuriy etiologija kartais lemia per-
sistuojantis raudonukés virusas.

Darbo tikslas - pristatyti paciento, sergancio kombinuotu imunodeficitu, klinikinj atvejj, kai operacijos
metu, rezekuojant mezentering cisting limfangioma, rasta daugybiniy granulomu, sukelty raudonukeés
viruso vakcinos ar ligos. Taip pat sickiama aptarti diagnostikos is$ukius, diferencing diagnostika ir gydymo
budus.

Hipotezé. Granulomatoziniy Zidiniy intraabdominaliniuose organuose etiologija, esant kombinuotam
imunodeficitui, gali buti susijusi su raudonukeés virusu (galimai po MMR vakcinacijos).
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Ligoniai ir metodai

Tyrimo pobidis. Retrospektyvusis vieno klinikinio atvejo tyrimas.

Vieta. VUL SK Vaiky urologijos, chirurgijos ir onkohematologijos skyriai. Molekuliniams tyrimams
atlikdi ir konsultacijoms naudotos nacionalinés ir uzsienio (Vokietijos) laboratorijos.

Tiriamasis. 4 m. berniukas, atvykes | Vaiky priemimo-skubios pagalbos skyriy dél padidéjusios $lapimo
puslés. Atliekant echoskopija, nustatyta normali Slapimo puslé, tadiau rasta didelé plonosios Zarnos pasai-
to cista. Operacijos metu 16x11x12 cm cista pasalinta, jos histologinis tyrimas patvirtino mezenterinés
cistinés limfangiomos diagnoze. Taip pat rasta daugybiniy pilvo organy granulomuy, paimtos biopsijos ju
etiologijai nustatyti.

Klinikinis atvejis

4 m. berniukas 2020 m. gruodZio mén. atvyko | Vilniaus universiteto ligoninés Santaros kliniky Vaiky
priémimo-skubios pagalbos skyriy dél jtariamo $lapimo paslés padidéjimo. Atlikus pilvo organy ultragar-
sinj tyrima (UG), $lapimo puslé jvertinta kaip normali, taciau rasta didelé plonosios zarnos pasaito cista.
Pacientas operuotas planine tvarka — atlikta visi$ka cistos rezekcija (16x11x12 cm). Histologinis tyrimas
patvirtino mezenterinés cistinés limfangiomos diagnozg. Operacijos metu pilvo ertméje (kepenyse, pil-
vaplévéje, taukingje, limfmazgiuose) rasta daugybiniy granulomu, atliktos ju biopsijos. Atlikus biopsijy
patologinj tyrima, nustatytas granulomatozinis uzdegimas.

Pooperaciniu laikotarpiu, praéjus mazdaug ménesiui, tarpdisciplininio konsiliumo metu nuspresta
pacienta toliau tirti dél galimos imunodeficitinés buklés. [vertinus klinikinius duomenis ir anamnez¢ (nuo
5 mén. buves neaiskios etiologijos iSplites bérimas, kartojesi herpetiniai bérimai, iki operacijos pasireiskes
kosulys ir $vokstimas, daznas gydymas antibiotikais), daugybiniy organy Zidininius pakitimus (UG —
kepenyse, bluznyje, taukingje, galimai plauciuose), imunologiniy tyrimy rezultatus (CD3+CD4+ 165
(norma 1000-1800), CD19+ 94 (norma 700-1300)), histologinius radinius (granulominis uzdegimas
taukingje, trijuose limfmazgiuose ir pilvaplévés fragmente, nekrotizuojantis granulominis uzdegimas kepe-
ny audinyje), taip pat klinikinio iStyrimo duomenis (apc¢iuopiami smulkas limfmazgiai kakle ir pazastyse,
nustatyti iki 16,6 mm limfmazgiai kepeny vartuose ir ties kasa), nenustadius aiskios etiologijos (TBC,
HCV, HBV, CMV, EBV ir ZIV tyrimai neigiami), pritarta kombinuoto imunodeficito diagnozei.

Adikti i$sams tyrimai infekcijai, galéjusiai sukelti tokio pobudzio uzdegima, nustatyti. [tariant tuber-
kulioz¢ (TBC), atlikti jvairiy rasiy méginiy tyrimai: mikroskopuojant Cylio ir Nilseno (Ziehl-Neelsen)
budu, ragsciai atspariy bakteriju (RAB) nerasta, Xpert MTB/RIF tyrimu M. tuberculosis komplekso DNR
neaptikta, i$maty méginiai dél TBC buvo neigiami. Adlikus serologinius ir molekulinius tyrimus dél kity
infekciju, nustatyta, kad CMV IgG < 4 Ul/ml (neigiama), EBV IgG 0,00 (neigiama), HBV, HCV ir 71V
tyrimai buvo neigiami, Laimo boreliozés taip pat nenustatyta. Atsizvelgiant | granulomatozinius pazei-
dimus keliuose organuose, nustatyta imunodeficiting bukle ir vakcinacijos anamnez¢ (BCG), nepaisant
neigiamy tiesioginiy TBC tyrimu, nutarta diferencijuoti granulomatozinio uzdegimo kilme, j diferencing
diagnostika jtraukiant ir BCG infekcija. Skirta antimikrobiné terapija: i§ pradziy skirti izoniazidas ir ri-
fampicinas, véliau gydymas papildytas etambutoliu ir moksifloksacinu.

Pra¢jus trims ménesiams nuo pirminio gydymo pradzios, tévai pastebéjo padidéjusia kairiaja sekli-
de¢ — pacientas skubos tvarka hospitalizuotas. Kaps$elio UG, naudojant kontrasting medziaga, parodé
uzdegiminio pobudzio Zidininius kairés seklidés audiniy pakitimus. Pilvo UG nustatyti daugybiniai
kepeny ir bluznies Zidiniai, budingi létinei infekcijai ir suderinami su infekcijos komplikacijomis, sergant

59



ISSN 1392-0995  eISSN 1648-9942  Lietuvos chirurgija

kombinuotu imunodeficitu. Tarpdisciplininio aptarimo metu nutarta atlikti kairés seklidés biopsija histo-
loginiam ir molekuliniam i$tyrimui, taip pat pakartotinai tirti dél TBC, raudonukés ir tymy virusy RNR
bei bartoneliozes (IgM/IgG).

Adlikus pakartotinius tyrimus, naujai susiformavusio séklidés zidinio biopsijoje nustatyta raudonukeés
viruso RNR. Teigiamas raudonukeés viruso RNR rezultatas patvirtintas ir tarptautinéje (Vokietijos) labo-
ratorijoje, iStyrus kepeny ir seklidés dariniy biopsijas.

Konsiliumo metu patvirtinta granulomatoziniy ir s¢klidés dariniy etiologija — raudonukés viruso vak-
cinos ar naujos infekcijos sukelta liga. Specifinis etiologinis raudonukés gydymas netaikytas, testa infekeijy
kontrolé ir imunodeficito valdymas, individualizuojant antimikrobing terapija, atsizvelgiant i klinikinius
ir laboratorinius duomenis.

Diskusija

Aprasomas klinikinis atvejis atskleidZia dvi tarpusavyje nesusijusias, ta¢iau klinikinéje praktikoje daznai
siejamas situacijas: mezenterings cistinés limfangiomos diagnostikos ir gydymo ypatumus ir granuloma-
toziniy, zidiniy etiologijos paieska esant kombinuotam imunodeficitui.

Mezenteriné cistiné limfangioma vaikams nustatoma palyginti retai, taciau jos klinikiné raiska gali buti
labai jvairi — nuo imaus pilvo simptomu, zarny obstrukcijos ar net peritonito [1-10]. Taikant Siuolaikinius
vaizdinimo metodus (UG, KT, MRT), galima jvertinti cistos rysj su aplinkiniais organais, kraujagyslémis
ir limfmazgiais, ta¢iau galutiné diagnozé nustatoma remiantis histologinio tyrimo rezultatais, kuriuose
matyti limfangiomoms budingi zymenys: D2-40, ERG, CD31 [9-13]. Recidyvo rizika siejama su visiska
cistos rezekcija — daliai pacienty dél i$plitimo j zarnos sienele gali reikéti segmentinés rezekcijos [4, 9-13],
o netipiniai radiniai (pavyzdziui, ,eggshell* kalcifikacijos) gali apsunkinti diferencing diagnostika [12].
Kalbamuoju atveju paciento klinikiné eiga tai patvirtina: atsitiktinai nustacius pasaito cista, ji radikaliai
pasalinta, o histologinis tyrimas patvirtino mezenterinés cistinés limfangiomos diagnozg, kuri, tikétina,
nebuvo susijusi su kombinuotu imunodeficitu.

Vienas i$ didZiausiy i$$ukiy — nustatyti aptikty granulomy etiologija, esant kombinuotam imunodefici-
tui. Klinikiniai duomenys neleido atmesti TB diagnozés, taciau nuoseklis citologiniai, mikrobiologiniai ir
molekuliniai tyrimai (tarp jy — mikroskopija Cylio ir Nilseno bidu bei Xpert MTB/RIF) buvo neigiami.
Vis délto keliose biopsijose (séklidés ir kepeny audiniuose) rasta raudonukés viruso RNR, kuri etiologiskai
pagrindé granulomatozinius pakitimus.

Mokslinéje literattiroje nurodoma, kad vaikams, sergantiems kombinuotu imunodeficitu, raudonukeés
virusas (daznai — MMR vakcinos $tamas) gali persistuoti ir sukelti létiniy odos ir vidaus organy granulo-
mu, kurios kliniskai ir histologiskai kartais klaidingai palaikomos TB ar sarkoidoze [14-15]. Atsizvelgiant
i mokslinés literatiiros duomenis ir aptarto klinikinio atvejo eiga, pradinis antituberkuliozinis gydymas,
nepaisant véliau nustatytos raudonukeés viruso etiologijos, laikytinas kliniskai pagristu dél sunkios ir poten-
cialiai progresuojancios ligos. Nustacius raudonukeés viruso etiologija, gydymas orientuotas j imunodeficito
valdyma ir infekcijy profilaktika, nes specifinio antivirusinio gydymo nuo raudonukés viruso néra [14-15].
Aptartas klinikinis atvejis atskleidzia nuoseklaus daugiadisciplinio vertinimo ir molekulinio etiologijos
nustatymo keliy audiniy biopsijose svarba.

60



Atvejy analizé / Case studies. Agné Gudauskaité, Vytautas Bilius, Ariinas Strumila.

Isvados

Kombinuotu imunodeficitu sergantiems pacientams, kuriy vidaus organuose aptinkama dauginiy granulo-
my sankaupu, o bioptatuose nustatoma raudonukeés viruso RNR, galima pagrjstai diagnozuoti raudonukés
viruso sukelta granulomatozinj uzdegima, galintj imituoti TB infekcija [14-15].

Aptartu klinikiniu atveju nustatyta didelé pasaito cista buvo mezenteriné cistiné limfangioma. Vadina-
masis auksinis standartas $iai limfangiomai gydyti — radikali rezekcija [4, 9-13].

Kombinuotu imunodeficitu sergancius pacientus, kuriems nustatoma granulomu, svarbu tirti ir dél
raudonukés vakcinos viruso sukeltos ar naujai pasireiskusios ligos, ypa¢ kai TB tyrimai yra neigiami, o
anamnezéje nurodyta MMR vakcinacija [14, 15].
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