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Kronik rekiirrent multifokal osteomiyelit
(Olgu sunumu)

Esat Kiter(!> Hasan Havit¢ioglu(®

Kronik Rekiirrent Multifokal Osteomiyelit, nadir gériilen bir hastaliktir. Giiniimiize kadar seksene yakin
olgu bildirilmistir. Hastaligin etiyolojisi belli degildir. Hastalikla iliskili adi da dahil olmak iizere pek ¢cok
konuda, goriis birligi saglanamamistir. Sundugumuz 17 yasinda bayan hasta bilateral simetrik kemik lezyon-
lart ile klinigimize basvurmug ve kronik rekiirrent multifokal osteomiyelit tarusi alnugtir. Olguya ayrica 2 yil
once tanist konmug dermatomyozitis eslik etmektedir. Bu olgu sunumunda, simetrik olsun olmasin multifokal
lezyonu olan, osteomiyelit siiphesiyle yaklasilan hastalarin tani ve tedavisinde degerlendirilmesi gereken bir
antiteyi vurgulamay: amacgladik. Hastaligin diinya literatiiriinde dermatomiyozitis ile birlikteligi daha énce
bildirilmemisgtir.

Anahtar kelimeler: Osteomiyelit, kronik, rekiirrent, multifokal, simetrik

Chronic recurrent multifocal osteomyelitis (Case report)

(CRMO) is a rare illness. Since definition in 1972, approximately 80 cases have been reported. Its etio-
logy was not clear and there was no consensus about that entity, even in its name. A 17-year-old female pati-
ent was investigated in our department because of bilaterally, symmetrically localized bone lesions and was
diagnosed as CRMO. She also has diagnosed dermatomyositis two years ago. Our aim to report this case is
to emphasize the entity which have to be estimated for diagnosis and treatment of multifocal osteomyelitis le-
sions whether symmetrical or not. To our knowledge, the association with dermatomyositis has not been re-

ported before.
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Kronik Rekiirrent Multifokal Osteomiyelit
(KRMO), etiyolojisi bilinmeyen, nadir goriilen bir
hastaliktir. Tam kriterlerinde, segilecek tedavi proto-
toliinde, hastaligin klinik seyri ve prognozu hakkinda
kabul gormiis kesin kriterler yoktur.

KRMO tanimlamas: 1978 yilinda Bjorgsten tara-
findan yapilmistir. Bjorksten, 1972 yilinda Giedi-
on'un yaptig: ilk "subakut ve kronik simetrik osteo-
miyelit" tanimlamasi yerine, simetrik tutulumun go-
riilmedigi olgulann hi¢ de az olmamas: ve klinikte
rekiirrenslerin izlenmesi nedeniyle KRMO'in hastali-
g1 daha iyi tamimlayan bir isim oldugunu belirtir (1).
Klinigin cesitliligi nedeniyle aym antite literatiirde
bir ¢ok farkli isimle yer almistir. Bunlar; kronik si-
- metrik osteomiyelit, cocukluk ¢aginin kronik kleido-
meta fizyel ostomiyeliti, kronik multifokal simetrik
osteomiyelit, kronik multifokal osteomiyelitdir (4,
9). Yine de en ¢ok kabul géreni, KRMO tanimlama-
sidir. Hastalik, sinsi baslayan, hafif ya da orta siddete
agri ile tutulan kemigin lizerinde inflamasyon bulgu-
laninin gozlendigi, genellikle uzun kemiklerin meta-
fizlerini tutan, siklikla simetrik ve bilateral yerlesen,
genellikle radyolojide litik lezyonlarla karsimiza ¢1-
kan ancak degisen derecelerde sklerozun da eslik
edebildigi bir durumdur. Alevlenme ve iyilesme
ataklar ile seyreder (1, 3,4, 9, 11, 12).

Hastaligin etiyolojisi belli degildir. Osteomiyelit
tanimina karsin genellikle enfektif bir ajan izole edi-
lemez. (1, 3, 8, 9, 11, 12, 13). Hastaligin klinik gi-
disi, tedavisi ve prognozu hakkinda diinya literatii-

riinde goriig birligi yoktur. KRMO'e eslik eden bir
cok hastalik bildirilmistir. Baslicalan, piistiilozis pal-
moplantaris, psoriazis, sternoklavikuler hiperostozis,
diseritropoietik anemi ve Sweet sendromu, tiimoral
kalsinozis ve vertebra planadir (1,6, 7,9, 10, 13).

Bu c¢alismada dermatomyozitis tanisiyla tedavi
gormiis ve tedavisi tamamlandiktan kisa bir siire son-
ra bilateral simetrik kemik lezyonlan ile klinigimize
bagvurmus KRMO olgusu aktarilmaktadir. Bu hasta-
likla dermatomiyozitis birlikteligi diinya literatiiriin-
de daha 6nce bildirilmemistir.

Olgu sunumu

15 yasinda kiz hasta, 1992 yilinda eklem agnisi
ve heliotropik ras sikayetiyle hastanemiz Dermatolo-
ji boliimiine bagvurdugunda "dermatomiyozit" tani-
siyla izleme alinmisti. Renal anjiopatisi ve akciger-
lerde fibrotik birtakim degisiklikleri ortaya c¢ikan
hastaya iki y1l boyunca cesitli kereler immunosiipre-
sif tedavi uygulanmusti. En son 7 ay 6nce 80 mg/giin
dozunda prednizolona ek olarak azatioprin 75
mg/giin (2mg/kg) alan hastada 46 giinliik tedaviden
sonra doz azaltilarak tedavi kesilmis, klinik iyilesme
izlenen hasta taburcu edilmisti. Bu tedavi tamamlan-
diktan 3 ay sonra, dnce sol tarafta olmak iizere her
iki diz ekleminin yaklasik 7-8 cm proksimalinde ki-
zanklik ve agn sikayeti baslamisti. Basvurdugu dok-
tor tarafindan oral Siilbaktam-Ampisilin (SAM) te-
davisi baglanan hastanin sikayetleri bir siire sonra
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Vaka sayisi Yas (Yil) Tam Oncesi
siire (hafta)

Bjorgsten 14 5-26T -
1978-80
Brown 11 4.5-15 4-52
1988
Carr 22 4-14 2-156
1993

* Tedaviye yamt: O=yok, 1=hafif, 2=orta, 3=iyi
+ Bir hasta 55 yagindadir.
PPP: Palmoplantar piistiilosis

Bilateral
Tutulum

PPP Vertebra Tedavi*

Tutulumu
NSAID 2
Antibiyotik 0
Steroid 3
NSAID2
Antibiyotik 0
Steroid 0
NSAID 2
Antibiyotik1

- %66 -

%18 -

%13.6 %9

Tablo 1: Yayinlanmig§ en genis serilerde bazi degerlerin kargilagirmas:

Sekil 1: Olgunun direkt grafilerinde her iki femur distal metafizinde izlenen litik lezyonlar. a. sag, b. sol

diizelmis. 6 hafta sonra aym bélgelerde benzer lez-
yonlar yinelemis ve izleyen 2 haftanin sonunda sag
uyluk distalinde posteromedialden, sol uyluk dista-
linde posteriordan fistiil agizlasmas: ve akintisi bas-
lamis. Bu asamada, 17 yasindayken, hasta klinigimi-
ze bagvurdu.

Fizik muayenede tanimlanan fistiil agizlarinin
her ikisinin ¢evresinde 10x10 cm'lik hiperemik, sert
ve lokalize 1s1 artisinin gozlendigi lezyonlar saptandi.
Fistiil agizlarindan seropiiriilan 6zellikte minimal
akinti geliyordu. Hastanin genel durumunda bozuk-
luk yoktu. Norovaskiiler muayenesi olagandi. Lenfa-
denopatisi yoktu. Atesi 36.9°C idi ve yiikselmedi.
Serum kalsiyum, fosfor, alkalen fosfataz ve diger
elektrolit degerleri, IgG, IgA ve IgM degerleri nor-
maldi. C reaktif protein, romatoid faktor, HLA-B-27
sonuglar negatifti. Akintidan yapilan nonspesifik,
mikotik, anaerob ve spesifik kiiltiirlerde iireme sapta-
namadi. Konvansiyonel grafilerde, her iki femur me-

tafizinde ayna simetrisinde, kortekste minimal dest-
riikksiyona yol agan, litik goriiniimlii, yer yer skleroze.
alanlarla cevrili, distal femoral medullay: tutmus lez-
yonlar izlendi (Sekil 1). Manyetik Rezonans Goriinii-
lemede yangisal bir siire¢ disinda dikkat ¢ekici bir
goriiniim yoktu (Sekil 2). Ekstremitelerin radyolojik
ve sintigrafik incelemelerinde bagka bir tutulum iz-
lenmedi.

Hasta servisimize bagvurduktan iki hafta sonra
operasyona alindi. Bilateral enfektif alanlar kortikal
pencere agilarak temizlendi. Medulladan az miktarda
piiriilan goriintimlii mayi drene oldu. Debridmanin
ve serum fizyolojik irrigasyonun ardindan gentami-
sim siilfat igeren zincirler (Septobal, Santa-Farma)
kavitelere yerlestirildi (Sekil 3). Alinan metaryaller
patolojik ve mikrobiyolojik incelemeye gonderildi.
Histolojik incelemede polimorfoniikleer I6kositlerin
hakim oldugu yangisal doku gozlendi. Nonspesifik,
mikotik, anaerob ve spesifik kiiltiir incelemelerinde
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Sekil 2: Olgunun manyetik rezonans goriintiilemesinde, T1 kesitlerinde gozlenen her iki distal femoral medullay: etkileyen simetrik
yangisal goriiniim

ireme saptanmadi. Operasyon sonrast Siilbaktam-
Ampisilin (SAM) tedavisine devam edildi. Hastanin
lezyonlarinda tam diizelme izlendi. Operasyondan 6
ay sonra yerlestirilen zincirler ¢ikartildi (Sekil 4).
Hastanin izlem siiresi 39 aydir ve semptomsuz iz-
lenmektedir.

Tartigma ve Sonu¢

KRMO'in klinigi subakut ve kronik osteomiyelit
klinigine benzerlikler gosterir. Bu yiizden taninin
konmasi zordur (Tablo 1). Sinsi baslangighdir. Tutu-
lan kemik bolgesindeki 6dem, hiperemi ve agri bagh-
ca sikayetlerdir. Viicut 1s1sinda hafif bir artig olabilir.
Beyaz kiire genelde normal sinirlanindadir, sediman-
tasyonda ve C reaktif proteinde ozellikle hastaligin
aktif donemlerinde hafif artiglar gézlenebilir (13).

Tanida hekimi yonlendirecek major 6zellik mul-
tifokal lokalizasyondur. Hastanin subakut klinikle
bagvurmasi, sikayetlerin bir siiredir devam etmesi,
iyilesme ve alevlenme donemleri ile birlikte siirmesi
taniy1 gii¢lendirir. Genellikle hastalar hastaligin aktif
dénemleri arasinda son derece saglikhdirlar (11). Si-
metrik tutulum her zaman eslik etmez. Schuster ve
ark. tiim olgularin tigte ikisinin bilateral oldugunu
belirtmektedir (12).

KRMO, lokalizasyon olarak genellikle uzun ke-
miklerin metafizlerini secer. Ozellikle tibia ya da ol-
gumuzdaki gibi femur ve klavikulanin medial ucu en
sik tutulan bélgelerdir (1, 4). Nadir olarak epifizer ve
diafizer yerlesimli olgular da vardir (8, 11). Vertebra

tutulumu literatiirde %36'dir (Tablo 1). KRMO'in fe- -

mur distal metafiz lokalizasyonu siktir. Olgumuzda

bu bolgenin simetrik tutulumu diginda baska bir lo-
kalizasyon saptanmadi. Leisure Yu, tutulumlardan
%59'unun semptom vermedigini belirterek sintigrafi
ile diger olasi odaklarin aragtirilmasim onermektedir
(13). Tutulan bélge sayis: kural olarak 2 ya da 2'den
fazladir. Literatiirdeki olgularda ortalama lezyon sa-
yis1 4'diir (12).

Elde edilen biyopsiler histolojik olarak, érnek er-
ken donemde elde edildiyse polimorfoniikleer hiicre
hakimiyetinde enflamasyon bulgular icerir. Genel-
likle notrofil hakimiyeti vardir, Osteoklastlarda artig
gozlenir. Daha ge¢ donemdeki drneklerde lenfosit
hakimiyeti vardir ve plazma hiicreleri, histiositler ve
PNL'ler ortama eslik eder (2).

Olgumuzun lezyonlarindan sorumlu bir mikroor-
ganizma izole edilemedi. KRMO'in belki de en gi-
zemli yanmi olgularin biiylik bir ¢ogunlugunda,
sendromdan sorumlu herhangi bir mikroorganizma-
nin standart kiiltiirlerde {iretilememis olmasidir. An-
cak mikroorganizmanin izole edildigini 6ne siiren
arastirmacilar da vardir. Literatiirde Propionibacteri-
um, Mycobacterium, Staphylococcus aureus ve kan
kiiltiiriinden Staphylococcus epidermidis izole edil-
migtir (4, 5). Bu veriler mevcut bir enfektif olay var-
ligini desteklese de kesin yargiya varmak icin yeter-
sizdirler.

KRMO tedavisi de bir ¢ok zit uygulama ve gorii-
sii birlikte igerir. Tedavide antibiyotik kullamiminin,
KRMO klinik seyrini etkilemedigi diistiniiliir (3, 6,
9, 11). Bir diger tedavi segenegi kortikosteroid kulla-
mumidir. Iyi sonuglar alindigin belirtenler olmasina
karsin (1, 6, 8) aksini soyleyenler de vardir (3, 11).
Tedavide cerrahinin yeri de net olarak belirli degil-
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Sekil 3: Hastanin postoperatif 6. hafta grafisi

dir. Birgok aragtirmaci bizim de uyguladigimiz gibi
cerrahi tedaviyi denemis ve antibiyoterapiyi buna
kombine etmistir. Bu tedavinin uygulandig: hastala-
rin gogunda iyilesme saglanmigsa da uygulanmadigi
bir ¢ok hasta da iyilesmistir. Schuster ve ark. cerrahi
tedavinin klinik gidise ek bir kazanci olmadigim ve
rekiirrens agisindan etkisiz oldugunu belirtir (12).
Tedavide daha ¢ok nonsteroid antienflamatuarlar,
analjezikler ve diger konservatif uygulamalar faydah
olmaktadir (3, 4).

Hastaligin hafif seyrettigi ve birkac ay ya da yil-
da iyilesen bir siire¢ oldugu kabul edilir. Literatiirde
en uzun izlenmis hasta 15 yilhktr (2). Rekiirrensin
siklif1 ve zamam hakkinda kesin bir bilgi yoktur.
Ayda 1-2 atak gegiren olgulanin yaninda yillarca
semptomsuz yasayan olgular vardir (6). Hastaligin
tamamen diizeldigini soyleyebilmek icin semptom-
suz ne kadar zamanin gegmesi gerektigi de belirsiz-
dir. Rekiirrenssiz gegen en uzun siire 6 yildir (12).
Bir ¢cok arastirmaci prognozun iyi oldugunu ve ge-
nellikle sekelsiz iyilesmenin elde edildigini belirtse
de ciddi kemik deformitelerin, erken epifizeal fiizyo-
nun, patolojik kingin ve kifotik deformitenin bazi
KRMO olgularina eslik edebilecegi gosterilmistir (3,
4, 10).

KRMO hakkinda, ad1 da dahil olmak tizere, ne-
redeyse hi¢ bir konu aydinliga kavusmamis gibidir.
Bu hastaligin dermatomyouzitis ile beraberligi daha
once gosterilmemistir. Bu iki hastalik arasinda iligki
kurabilecek yeterli verimiz ve bilgimiz yoktur. Her
iki hastaligin da etiyolojisi bilinmemektedir. Olgu-
muz, bu agidan kollajen doku hastaliginin etiyoloji-
deki yerini irdeleyen onceki yayinlara bir ornektir
(5). Olgumuz cerrahi tedaviden ve antibiyoterapiden
yarar gormiistiir. Ancak literatirde KRMO'nun once-
ki ornekleri, tedavide hangi uygulama yapilirsa ya-
pilsin hastaligin iyilestigini gostermistir.

Sekil 4: Operasyondan 1.5 vl sonraki grafisi

Bu hastaligin tan1 ve tedavisinde kesin kriterler
olmasa da, sonuglarin genel olarak iyi oldugunu bil-
mek onemlidir. Benzer klinige sahip hastalarda ayir-
c1 tanida bu antitenin degerlendirilmesi, taninin ko-
nabilmesi durumunda tedavi ve izlemin, hekim tara-
findan daha bilingli yapilmasini saglayacaktir.
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