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Echinococcus alveolaris osteomiyeliti: Olgu sunumu

A rare case of osteomyelitis caused by Echinococcus alveolaris

Ufuk TALU, Mehmet Eray BOZAN, Yener TEMELLI

Istanbul Universitesi Istanbul Tip Fakiiltesi Ortopedi ve Travmatoloji Anabilim Daly

Echinococcus alveolaris tenya cinsinden bir helmint olup,
alveoler kist hastaliginin etkenidir. En sik (%90) karaci-
Ser olmak iizere, bir¢cok organi tutabilir. Kemiklerin tutu-
lum orani nispeten diisiiktiir ve E. alveolaris’e bagl oste-
omiyelit literatiirde son derece nadirdir. Bu calismada 28
yasinda bir erkek hastada metastaz ve 6liimle sonuglanan
kronik E. alveolaris osteomiyeliti, 6gretici olduguna inan-
digmmiz klinik seyri ve radyolojik 6zellikleriyle sunulmak-
ta, tam1 ve tedavi ilkeleri tartisilmaktadir. Hastanin sag fe-
mur distalinde baglayan E. alveolaris osteomiyeliti yapilan
bir¢ok cerrahi girisim ve ila¢ tedavisine yanit vermemis ve
yillar sonra ortaya ¢ikan beyin metastazi hastanin yagamini
yitirmesiyle sonu¢lanmigtir. Lezyonun habis bir tiimor gibi
davranacagi akildan ¢ikarilmamali, cerrahi niiks olasiligini
ortadan kaldiracak sekilde genis sinirlar icermelidir.
Anahtar sozciikler: Kemik hastaliklari/parazitoloji, Ec-
hinococcosis/epidemiyoloji/patoloji; Echinococcosis/tani/cer-
rahi; osteomiyelit/etyoloji.

Echinococcus alveolaris is a genus of tapeworm that causes
alveolar echinococcosis. The liver is the most commonly
(90%) involved site, but other visceral organs may be
involved as well. Skeletal involvement is less and E. alveo-
laris osteomyelitis is rarely reported. This case report pre-
sents a 28-year-old male patient with fatal metastasizing
chronic E. alveolaris osteomyelitis at the distal end of his
right femur which was resistant to multiple surgical proce-
dures and medical therapy. Years after this initial lesion, fatal
brain metastasis was encountered. As this disease may follow
a course similar to that of a malignant tumor, it is essential to
obtain safe wide margins during surgery to rule out recur-
rences. The disease, along with its clinical and radiologic
aspects, merits a comprehensive insight with regard to princi-
ples of diagnosis and treatment.

Key words: Bone diseases/parasitology; echinococcosis/epi-
demiology/pathology;echinococcosis/diagnosis/surgery;
osteomyelitis/etiology.

Ekinokok tenya cinsinden bir helminttir. Son ko-
nag1 kopek ve kurtlar olan Echinococcus granulosus
ile, son konag1 6zellikle tilki olan Echinococcus al-
veolaris’in (Echinococcus multilocularis, Echino-
coccus sibiricensis) iki ayri tiir olduklar1 kesin ola-
rak saptanmigtir. E. alveolaris alveoler kist (alve-
ococcosis) etkenidir. Diinya helmintoloji literatiiriin-
de alveoler kist lizerine 19. yiizyilin ortalarina kadar
herhangi bir yayin yapilmamistir. 1852 yilinda yapi-
lan bir insan otopsisinde karacigerde ilk kez alveoler
kist saptanmistir. Tiirkiye’de ilk alveoler kist olgusu
1872 yilinda bildirilmigtir."’ Bu hastalik Orta Avrupa,

Rusya, Iran ve Afganistan’in kuzeyi, Tiirkiye nin
dogusu, Japonya ve Kuril adalari, Orta ve Kuzey
Amerika’da endemiktir."™!

En sik (%90) karaciger olmak iizere akciger, be-
yin, kalp, kafatas1 ve diger organlar tutulur."***Ke-
miklerin tutulum orant %0.1 ile %?2.0 arasinda degi-
sit!"" E. alveolaris son konak oldugu tilki ve bazen
kurt, kopek, kedilerin ince barsaklarinda mukozaya
gomiilmiis olarak yasar. Ara konaklar tarla faresi gibi
kiiciik kemirgenlerdir. Yumurtalar1 viicutlarina alan
farelerin karacigerinde bélmelerle, bir¢cok odaciklara
ayrilmis alveollii kist olusur; bu fareleri yiyen tilki

Yazisma adresi: Dr. Ufuk Talu. Istanbul Tip Fakiiltesi Ortopedi ve Travmatoloji Anabilim Dali, 34390 Topkapi - Istanbul.
Tel: 0212 - 635 1235  Faks: 0212 - 63528 35  e-posta: gutalu@superonline.com

Basvuru tarihi: 21.03.2000, Kabul tarihi: 30.03.2000



Talu ve ark. Echinococcus alveolaris osteomiyeliti

199

ve kopeklerde de erigkin helmint meydana gelir. In-
sana bulagmasi rastlantisal olarak enfekte tilki digki-
st ile kirlenmis gidalarin yenmesi veya sularin igil-
mesi ile meydana gelir."**

E. alveolaris’e bagl osteomiyelit literatiirde son
derece nadirdir.””® Bu caligmada metastaz yaparak
Oliimle sonuglanan bir E. alveolaris osteomiyeliti ol-
gusu, ogretici olduguna inandigimiz klinik seyri ve
radyolojik 6zellikleriyle sunulmakta, tan1 ve tedavi
ilkeleri tartisilmaktadir.

Olgu sunumu

Yirmi sekiz yasinda erkek hasta, sag uylukta ve
diz cevresinde akinti ve dizini hareket ettirememe si-
kayeti ile klinigimize bagvurdu. Hikayesinde sekiz
yil 6nce askerlik gorevi sirasinda sag uylugundan sa-
rapnel parcasi ile yaralanma mevcuttu. Kemik yara-
lanmas1 saptanmayarak sarapnel parcalari ayni giin
almmig ve yumusak doku yaralanmasi graniilasyon
dokusu ile sekonder iyilesmeye birakilmisti. Yara-
lanmadan ii¢ ay sonra uylukta sigsme ve sistemik ateg
gelismisti. Yumusak doku enfeksiyonu tanist ile cer-
rahi tedavi uygulanmis; ancak etken belirleneme-

misti. Iki y1l higbir yakinmasi olmamus, iki yil sonra
ayn1 yerde sislik tekrarlamisti. Bir iiniversite hastane-
sinde yapilan biyopside yumusak dokuda E. alveola-
ris kisti goriilmiistii. Yapilan radyolojik incelemelerde
kemik tutulumuna rastlanmamig ve ilag tedavisine
baslanmusti. Uc ay sonra tekrar baslayan akintilarm
devam etmesi iizerine kistektomi, hipertonik tuzlu so-
liisyonlarla yikama, debridman yapilmis ve drenaj sis-
temi takilmisti. Bu asamada viicutta bagka bir odak
saptanmamisti. Akintilarin gecmemesi lizerine ayni
cerrahi iglem li¢ kez tekrarlanmusti. Bu arada diz hare-
ketleri iyice kisitlanmis, kemik tutulmus ve sekonder
enfeksiyon gelismisti. Uygulanan hiperbarik oksijen
(36 seans) ve antibiyotik tedavisine ragmen akintilarin
devam etmesi iizerine klinigimize bagvurmustu.

Fizik muayenesinde sag uyluk distalinde ve diz-
de cok sayida, yeni ve aktif fistiil ve iyilesen eski fis-
tiillere bagl nedbe olusumu saptandi. Akint1 serohe-
morajikti. Diz 30 derece fleksiyonda ankiloze idi
(Sekil 1). Sag uyluk distalinin cap1 6deme bagli ha-
fif artmisti; ancak sag kalca ve ayak bilegi hareket-
leri normal sinirlardaydi. Diz altinda atrofik cilt di-
sinda aktif bir enfeksiyon bulgusu yoktu. Distal kan

=il

Sekil 1. (a) Diz gevresi ciltte distrofik degisiklikler ve (b) dizde sabit fleksiyon kontraktiiri

g6riliyor.
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dolagimu iyi bulundu ve sinir disfonksiyonu saptanmadi. raciger enzimleri ve diger biyokimyasal tetkikler
Hasta koltuk degnekleri ile yiiriiyebiliyordu. Giinde ii¢ normal sonuglandi. Eritrosit sedimantasyon hizi 50
defa pansuman gerektirecek aktif akinti vardi. mmy/saat, serum C-reaktif protein diizeyi 24 mg/It

Kan tetkiklerinde hafif 1okositoz (10600/mm’*) ve bulundu. Serolojik testlerde (ELISA) parazitin spe-
eozinofili (%7) disinda bir bozukluk saptanmadi; ka- sifik antijenine kars1 1/3200 spektrofotometrik so-

Sekil 2. (a, b) Kemik icinde ekspansiyona, dizde eklem araliginin kaybina ve ankiloza yol agan litik lezyonlari gésteren
direkt grafiler, (c) aksiyal BT kesiti ve (d) karsilastirmali koronal MR kesiti.
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Sekil 3. Kraniyumda yer kaplayici niteligiyle orta hat sapmasina, kafa ici basing artisina yol agan, frontobazal yerlesimli

lezyona ait (a) sagittal ve (b) koronal MR kesitleri.

nu¢ alindi. Casoni deri testinde erken reaksiyon ne-
gatif, gec reaksiyon pozitif bulundu. Trokarla yapi-
lan derin doku kiiltiiriinde Pseudomonas aeruginosa
tiredi. Antibiyogram sonucuna gore parenteral norflok-
sasin tedavisine baglandi.

Ancak radyolojik tetkiklerde [direk grafi, manye-
tik rezonans (MR), bilgisayarli tomografi (BT)] son
derece yaygin ve ciddi kemik tutulumu goriildii. Fe-
mur distal diafiz seviyesinde, kas kompartmanlarini
infiltre eden multilokule kistik lezyon saptandi. Fe-
mur distalinde, tibia proksimalinde ve patellada yay-
gin, litik ve sklerotik alanlar iceren harabiyet vardi
(Sekil 2).

Hastadan tekrar biyopsi alindi ve sonug “E. alve-
olaris kutikulas1 igeren nekrotizan granulomatoz il-
tihap” seklinde bildirildi. Hastada albendazol tedavi-
sine baglandi. Daha 6nce cok sayida cerrahi tedavi
uygulanan ve ileri derecede yumusak doku ve kemik
tutulumu olan hastaya, hastalifinin yaklasik 10 yil-
dir ileri boyutlara ulagtig1, artik cerrahi veya medikal
bir tedaviyle sonu¢ alinamayacagi, ekstremitesinin
daha fonksiyonel hale gelmeyip, giinliik yasamini
yillarca aksatacagi aciklandi ve amputasyon oneril-
di. Ancak hasta bunu kabul etmedi ve o haliyle ta-
burcu edildi. Hasta ii¢ sene sonra tekrar geldi. En-
feksiyon uyluk yarisina ve diz altina kadar ulagsmig
ve siddetlenmisti. Amputasyonu kabul etti. Klinigi-
mize tekrar yatirilmasindan kisa siire sonra hastada
siddetli bas agris1 ve kusma gelisti. Daha once inter-
ne edildigi zaman bagka bir odakta E. alveolaris kis-
tine rastlanmamasina ragmen, yapilan kraniyal BT
ve MR tetkiklerinde sag frontobazal yerlesimli, peri-

ferik kontrast tutan, izo-hipodens lezyon , cevresel
o0dem, orta hatta sapma, lezyonun i¢inde kalsifiye
odak ve kistik lokulasyonlar izlendi (Sekil 3). Beyin
cerrahisi ile acil konsiiltasyon yapild1 ve yer kapla-
yic1 lezyona bagl kafa ici basincinin arttig1 saptan-
di. Yapilan acil norosiriirjik girisim ile sag frontoba-
zal bolgedeki kitle cikarildi. Ameliyat sirasinda ci-
karilan materyalin patolojik ve mikrobiyolojik tet-
kikleri E. alveolaris olarak dogrulandi. Yaklagik bir
ay sonra genel durumu diizelen hastaya, saglam do-
ku sinir1 elde etmek amaciyla sag kalga dezartikiilas-
yonu yapildi. Yara sorunsuz iyilesti. Fizyoterapi ve
psikoterapi uygulanirken, ortopedik girisimden ii¢
hafta sonra hastanin bilinci kapanmaya basladi; ya-
pilan tetkiklerde beyinde yaygin, kiiciik kistik olu-
sumlar saptandi ve hasta bir hafta i¢inde yasamini
yitirdi.
Tartisma

E. alveolaris’in son konagi tilkiler ve ara konagi
mikrotin kemirgen tiirleri yurdumuzun her iklim
bolgesinde genis bir yayilim gostermesine ragmen,
olgularin ¢ogu Dogu Anadolu’dan, ozellikle Kars
yoresinden ¢ikmaktadir. Enfekte materyal gida ve
sularla alindiginda, embriyofarlar duodenum muko-
zasina tutunur ve duodenuma penetre olarak portal
dolasima katilir; %60°1 karacigerin kiigiik siniizoid-
lerine ya da kapilerlerine takilir ve yerlesir. Karaci-
gerde tutunamayan embriyofarlar (%40) suprahepa-
tik venler ve vena cava inferior yolu ile kalbe taginir;
buradan pulmoner venler yolu ile akcigerlere ulagir-
lar. Akcigerlerde %30’u yerlesir. Tutunamayanlar
(%10) pulmoner arter yolu ile kalbe gelir; buradan
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tiim viicuda yayilir ve herhangi bir organda tutunup
yerlesirler."

Bu olguda oldugu gibi karaciger tutulumu olma-
dan, sistemik tutulum goriilmesi nadirdir. Bulagma
ve yayillim mekanizmalar diisiiniildiigiinde bunun
nedeni ancak karaciger tutulumu olugsmadan parazi-
tin direkt sistemik dolagima katilmasi ya da karaci-
gerdeki lezyonun kendiliginden iyilesmesi olabilir.™
Miimkiin olmakla birlikte daha 6nce hig bildirilme-
yen diger mekanizma ise, ilk yaralanma sirasinda bu
bolgenin etken ile direkt kontaminasyonudur.

Kemik dokusuna kanla gelen onkosfera, damar-
lanmanin en c¢ok oldugu yerlerde tutunarak yerles-
mektedir. Kemik kapilerlerinin ¢ap1 kaslardakiler-
den daha genis oldugundan parazitin kemiklerde
yerlesme olasilig1 kaslardakinden c¢ok daha azdir.
Bazi kemiklerde daha fazla goriiliir; ancak bunun
kesin nedeni bilinmemektedir. Kemik dokusunun
icinde ya da medullada yerlesir. Cok yavas, siirekli
ve diizensiz biiyiir. Kistin i¢indeki sivi1 saydamdir.
Enfekte olunca bulaniklasir. Kemikte gelisen kistler
basing olusturarak kan dolagimini engeller ve iske-
miye neden olur. Ayrica, toksik etkisiyle saglam do-
kuyu yikima ugratir. Bu yikim sonucu spongioz ke-
mik trabekiilleri parcalanarak nekrotik kemik odak-
lar1 gelisir. Bunlar aseptik sivida yiizerler ve viicu-
dun diger bolgelerinden gelecek mikroorganizmalar
icin uygun ortam yaratirlar. Kolayca sekonder en-
feksiyon gelisir.!"! Nitekim bu olguda da tedaviye ol-
dukca direngli sekonder enfeksiyon gelisti. Kist ke-
mikte yerlesim yerine gore fistiil, ekspansiyon, dola-
sim problemi, patolojik kirik, hareket kisitlilig1, sinir
lezyonu gibi belirtiler verebilir. Bu olguda da ¢ok sa-
yida ve ileri evrede fistiiller ve dizde hareket kisit-
lanmasi1 gozlendi. Parazit kimi zaman epifizi gecerek
eklem kikirdagim deler ve komsu kemige gecer!" Bu
olgudaki tibia iist u¢ ve patella tutulumu bunu destekle-
mektedir.

Tan1 koymak olduk¢a zordur. Otopsi asamasinda
bile sorumlu etkenin taninmamasi veya yetersiz do-
ku drnegi nedeniyle gézden kagabilir. Diger kemik,
yumusak doku enfeksiyonlar1 ve tiimorleri ile kari-
sir. Olgumuzda saptanan eozinofili énemli bir bul-
gudur ancak her zaman goriilmez. Anamnezde has-
tanin yagsadigi bolge, yasam tarzi ve meslegi sorgu-
lanmalidir. Serolojik testler tanida yardimer olabilir.
Alveoler kiste yakalanmisg kigilerin serumlarinda E.
alveolaris’in icerdigi glikolipidlere karsi antikorlar

olusur. Monoklonal yapidaki bu antikorlarin kulla-
nildig1 ELISA yontemiyle taniya varilabilir.*” Deri
ici alerji reaksiyonu (Casoni) testi de tanida yardim-
cidir; ancak lezyonun gercek bir kapsiilii olmadigi
icin negatif sonuclanabilir."”’ Radyolojik tetkik ola-
rak batin ultrasonografisi ve BT tanida yardimci-
dir."” Perkiitan igne biyopsisi Onerilmemektedir,
ciinkii skoleksler igne kisminda kalip, etkeni tanima-
miz1 engeller. Ayrica temiz kompartmanlar1 enfekte
etme riski vardir.”

Etkene yonelik ila¢ tedavisi varsa da en kesin te-
davi sekli cerrahi girisim ile kisti patlatmadan tama-
men ¢ikarmak ve olusacak kaviteyi hipertonik tuzlu
soliisyon ile yikamaktir."*" Tla¢ tedavisi igin tercih
edilen ila¢ olan mebendazol paraziti 6ldiirmekten zi-
yade iiremesini durdurucu (parazitostatik) etki gos-
terir. Ote yandan, en 6nemli secenek olan cerrahi te-
daviyle kistin tamamen ¢ikarilmasi da oldukca giic-
tiir; ¢iinkii sinirlayan gercek bir kapsiil yoktur.” Bu
hastada da ilk cerrahi tedavi girigsimleri muhtemelen
yeterince genis sinirlarda yapilamadigi icin niiksler
gOriilmiistiir. Tan1 kondugu anda bagka bir odakta kis-
tin bulunamay1p daha sonra beyinde bulunmasi, yapi-
lan cerrahi girisimlere veya kalan enfeksiyon odagi-
nin aktivasyonuna bagli hematojen yolla yayilimi dii-
stindiirmektedir. Bu nedenle, tan1 veya tedavi amacty-
la cerrahi girisim yapilirken ¢ok dikkatli davranmak
sarttir. Kist patlarsa hematojen yolla tiim viicuda ya-
yilabilir. Ayrica yapacagi duyarlilik reaksiyonu ile
hastanin kisa zamanda 6liimiine bile sebep olabilir.”

Bir ekinokok olgusu tedavi edilmeden 6nce, tiim
odaklar detayli olarak arastirilmalidir. Ekinokok kis-
ti beyinde en ¢ok frontal lobu tutar."'" Beyin tutulu-
mu oldugu zaman erken bulgu vermez; yillar siiren
yavag bir ilerleme gosterir. Kafa i¢ci basing artisi
uzun siire tolere edilir; ancak birden artip semptom
verir ve hasta komaya girebilir.! Bu olguda da sag
frontobazal yerlesimli beyin lezyonu ve bu bilgilerle
uyumlu bir seyir gdzlenmistir.

Kemik yayilimi olan olgularda kemigin tiimii tu-
tulmus veya tahrip olmussa ya da ¢ok sayida cerrahi
tedavi girisimine ragmen iyilesme saglanamamaigsa,
kemik sarkomlarinda oldugu gibi amputasyon ya da
dezartikiilasyon onerilir. Aksi halde lezyon habis bir
tiimor gibi davranmaktadir.™"” Kemikteki kist cevre-
ye yayilmaksizin kiiciik bir boliimii tutmussa, o bo-
liimiin ¢ikarilmasi1 ve olusan defektin greftlenmesi
miimkiindiir."” Bu olguda bacak ve uyluk kompart-
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manlarinda yaygin tutulum oldugu ve ¢ok sayida
cerrahi girisime ragmen iyilesme saglanamadigi icin
dezartikiilasyon yapilmistir. Hasta, ilk 6nerildigi za-
man amputasyon sec¢enegini kabul etmemistir. Has-
taligin li¢ sene icinde ilerlemis olmasi beyin yayili-
miyla ve hastanin hayatin1 kaybetmesi ile sonuglan-
mustir. Cerrahi girisim ile kistin tamamen ¢ikarilma-
siin ¢ok zor olmasi, niiks ve uzak yayilim egilimi
gostermesi nedeniyle E. alveolaris enfeksiyonlari
olimciil seyir gosterebilir. Mortalite orant %70’tir."*”

Sonug olarak, gida ve icme sularinin ideal hijye-
nini saglamak, tilki ve tarla fareleri gibi dogal ko-
naklara yonelik onlemleri almak gibi koruyucu he-
kimlik ilkelerini uygulamak; enfeksiyon saptandi-
ginda tani ve tedavi agsamasinda belirlenen ilkeler
cercevesinde 6zenli davranmak sarttir. Lezyonun ha-
bis bir tiimor gibi davranacagi akildan ¢ikarilmama-
Iidir; yapilacak cerrahi girisim niiks olasiligini orta-
dan kaldiracak sekilde genis sinirlar icermelidir.
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