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Kronik Reklirren Multifokal Osteomiyelit:

En Geng¢ Pediyatrik Olgu

Chronic Recurrent Multifocal Osteomyelitis in the Youngest Patient

Kibra Nur Erdogan'(!D), Mustafa Gengeli?

Sidika Findik?

, 0zge Metin Akcan?

, Bugra Kaya®(ID), Ulki Kerimoglu*(iD),

" Necmettin Erbakan Universitesi Meram Tip Fakiiltesi, Cocuk Sagligi ve Hastaliklari Anabilim Dali, Konya, Tiirkiye

2 Necmettin Erbakan Universitesi Meram Tip Fakiiltesi, Cocuk Sagligi ve Hastaliklari Anabilim Dali, Cocuk Enfeksiyon Hastaliklari Bilim Dali, Konya, Tiirkiye
3 Necmettin Erbakan Universitesi Meram Tip Fakiiltesi, Niikleer Tip Anabilim Dali, Konya, Tiirkiye

4 Necmettin Erbakan Universitesi Meram Tip Fakiiltesi, Radyoloji Anabilim Dali, Konya, Tiirkiye

5 Necmettin Erbakan Universitesi Meram Tip Fakiiltesi, Patoloji Anabilim Dali, Konya, Tiirkiye

Makale atfi: Erdogan KN, Gengeli M, Metin Akcan O, Kaya B, Kerimoglu U, Findik S. Kronik rekiirren multifokal osteomiyelit: En geng pediyatrik olgu. | Pediatr Inf

2024;18(3):177-181.

0z

Abstract

Kronik reklrren multifokal osteomiyelit (KRMO), bakteriyel olmayan
osteomiyelit ile karakterize nadir gorilen idiyopatik enflamatuvar bir
hastaliktir ve tanisi diger tanilar dislanarak konur. Bu hastalik genellikle
5ile 10 yaslar arasinda ortaya cikar. En sik basvuru nedeni kemik agrisi-
dir. Bu calismada, ylriime gugligu ile bagvuran ve KRMO tanisi alan (g
yas 11 aylik olan literatiirdeki en geng hasta sunulmaktadir. Multifokal
osteomyelitin ayirici tanisinda, antibiyotik tedavisine yanit alinamayan
ve enfeksiy6z kaynakli olmayan olgularda KRMO olasiligi g6z 6ntinde
bulundurulmalidir.

Anahtar Kelimeler: Enflamasyon, ¢ocuk, bakteriyel olmayan osteomi-
yelit, kemik agrisi

Giris

Kronik rekiirren multifokal osteomiyelit (KRMO), bakteri-
yel olmayan osteomiyelit ile karakterize nadir goriilen idiyo-
patik enflamatuvar bir hastaliktir. Kronik rekirren multifokal
osteomiyelit tanisi karmasiktir ve enfeksiyonlar, timorler ve
diger otoimmun hastaliklar gibi diger potansiyel kemik enf-
lamasyonu nedenlerinin dislanmasini gerektirir. Literatlrde
simdiye kadar yaklasik 400 KRMO olgusu tanimlanmistir.

Chronic recurrent multifocal osteomyelitis (CRMO) is a rare idiopathic
inflammatory disease characterized by non-bacterial osteomyelitis.
Diagnosis is established after excluding other potential causes. The
disease typically manifests between the ages of 5 and 10 years, with bone
pain being the most common presenting symptom. We present a case
of a three-year and 11-month-old patient who presented with inability
to walk and was subsequently diagnosed with CRMO, representing
the youngest patient reported in the literature. In cases of multifocal
osteomyelitis not attributed to infectious causes or unresponsive to
antibiotic therapy, CRMO should be considered within the differential
diagnosis.

Keywords: Inflammation, child, non-bacterial osteomyelitis, bone pain

Kronik rekiirren multifokal osteomiyelitin gercek prevalansi,
semptomlarin kesin tani koymayi zorlastiran spesifik olma-
yan dogasi nedeniyle muhtemelen oldugundan az tahmin
edilmektedir (1,2). Kronik rekirren multifokal osteomiyelit
hastalari genellikle kemik agrisi ve etkilenen bdlgede sislik ile
bagvurur. Ortalama olarak, genellikle alt ekstremitelerin uzun
kemiklerini, pelvisi, vertebralar ve klavikulalari etkileyen (g
veya dort lezyon gorilir (3,4). Semptomlar zaman icinde nik-
sedebilir, diizelebilir ve farkli kemiklere gecebilir (5). Bu yazida,
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yurllyememe sikayetiyle basvuran ve nihayetinde KRMO tanisi
alan Ug¢ yas 11 aylik bir hasta sunulmaktadir. Bu olgu, bugiine
kadar literatiirde belgelenen en gencg olgulardan birini temsil
etmektedir.

Olgu Sunumu

Onceden saglikh olan (¢ yas 11 aylik bir kiz cocugu karin
agrisi, sirt agrisi ve ylrime glcliga sikayetleriyle baska bir
saglik kurulusuna basvurmustur. Hastaya piyelonefrit 6n ta-
nisi cercevesinde seftriakson baslanmistir. Ancak idrar kiilti-
riinlin negatif olmasi ve antibiyotik tedavisiyle semptomlarin
dizelmemesi nedeniyle piyelonefrit ekarte edilmis ve manye-
tik rezonans goriintileme (MRG) yapilmistir. Daha sonra has-
ta osteomiyelit 6n tanisiyla klinigimize sevk edilmistir. Hasta
hastaneye basvurdugunda surekli sirt agrisi ve yirliyememe
sikayetleri bildirmistir. Bu sikayetler yakin zamanda gecirilmis
herhangi bir travma veya atesli enfeksiyonla iliskilendirilme-
mistir. Hastanin agrisi hem giindiz hem de gece boyunca
devam etmistir. Hastanin tibbi dykisi kapsaml bir sekilde
incelendiginde baska bir bulguya rastlanmamistir. Fizik mua-
yenede sag klavikulanin proksimal tarafinda ve sakral bélgede
palpasyonla hassasiyet saptanmistir. Geri kalan fizik muayene
bulgularinda belirgin bir bulgu saptanmamistir. Laboratuvar
bulgularn soyledir: Beyaz kan hiicresi sayisi= 6.9 x 10°/pL (re-
ferans araligi 4-10 x 10%/uL), hemoglobin= 10.3 g/dL, trombo-
sit sayisi= 450 x 10%/uL, eritrosit sedimantasyon hizi (ESR)= 11
mg/saat ve C-reaktif protein (CRP)= 5.4 mg/L (referans arali-
g1 0-5 mg/L). Periferik kan yayma testinde atipik hiicre veya
blast saptanmamistir. Brusella agliitinasyon ve tiiberkiilin deri
testleri negatif sonuc vermistir. Abdominal ultrasonografi ve
idrar vanilmandelik asit diizeyleri normal sinirlarda kalmistir.
immiinolojik degerlendirmede énemli bir anormallik saptan-
mamistir. Ggus radyografisinde mediastinal genisleme veya
lenfadenopati bulgusu saptanmamistir. Ancak klavikulada li-
tik ve sklerotik bir lezyon gorilmustar (Sekil 1).

Enfeksiy6z osteomiyelit ve maligniteyi ekarte etmek ve
diger potansiyel endise alanlarini belirlemek icin pozitron

emisyon tomografisi/bilgisayarli tomografi (PET/BT) goriintu-
lemesi yapilmistir. Pozitron emisyon tomografisi/bilgisayarli
tomografi taramasi, sag klavikulanin proksimal ucunda [stan-
dartlagtiniimis alim degeri (SUV_, )= 3.38] ve sternumun orta
kisminda (SUV __ = 3.66) artmis 18F-Florodeoksiglukoz (FDQG)
tutulumu gosteren, cevresinde yumusak doku bilesenleri olan
litik lezyonlar ortaya koymustur (Sekil 2). Ayrica, sakrumun sol
yansinda (SUV__ = 1.98), sol iskiumda (SUV__ = 1.20) ve sag
femurun trokanter bélgesinde (SUV_ | = 2.09) fokal FDG tutu-
lumu go6zlenmistir. Bu bulgular, bolgelerde aktif enflamasyo-
nun varligina isaret etmistir.

Lezyonlari daha iyi karakterize etmek ve Langerhans hiic-
reli histiyositoz tanisini dislamak icin hem mediller hem de
kortikal bolgelerden kemik biyopsi 6rnekleri alinmistir (Sekil 3).
Enfeksiy6z nedenleri dislamak icin biyopsi érneklerinde kultir
dahil olmak Uzere kapsamli mikrobiyolojik incelemeler yapil-
mistir. Bu tetkiklerin birlestirilmis sonuclari, hastanin klinik tab-
losuyla birlikte, kesin KRMO tanisina yol agmistir. Naproksen te-
davisi baslanmis ve tedaviyi takiben hastanin semptomlarinda
belirgin bir iyilesme gorulmustdir.

Tartisma

Kronik reklrren multifokal osteomiyelit, otoimmiin kokenli
olduguna inanilan, etiyolojisi bilinmeyen nadir bir enflamatu-
var kemik hastaligidir. Tani, alternatif tanilarin diglanmasinin
ardindan klinik, laboratuvar ve radyolojik bulgularin birlikte
degerlendirilmesine dayanir. Bu hastalik genellikle 5 ile 10 yas
arasi ¢cocuklarda gorulir. Olgu, literaturde bildirilen en geng
hasta olmasi nedeniyle 6ne ¢ikmaktadir.

Kemik agrisi genellikle tibbi mudahaleye basvurulmasi-
nin birincil nedenidir. Hastamiz kemik agrisi ve yliriyememe
sikayetiyle basvurmustur. Lokositoz ve hafif yikselmis ESR
gibi spesifik olmayan laboratuvar anomalileri zaman zaman
gozlenebilirken, bulgular genellikle dikkat cekici degildir.
Hastamizin laboratuvar sonuclar da bu sekilde olmustur.
Radyolojik olarak, KRMO'yu kemik neoplazmlarindan ayirt et-
mek zor olabilir (7). Pozitron emisyon tomografisi/bilgisayarli

Sekil 1. A. X-ray'de sag klavikulada litik ve sklerotik lezyon (ok basi). B. Koronal T2 agirlikli yag baskil goriintii klavikulanin meddiller 6demini géstermekte-
dir (ok). C. Kontrast madde verilmeden 6nce alinan koronal T1 agirlikli goriintiide klavikula medullasinda skleroza bagl hipointensite (ok), yumusak doku
yogunlugunda artis (ok basi) ve sternoklavikiiler eklemde kapsuler distansiyon goriilmektedir. D. Kontrast madde verilmesinden sonra elde edilen koronal
T1 agirlikh goérintide inflamasyona sekonder medulla (ok) ve eklemde (ok basi) belirgin kontrastlanma gortilmektedir.
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Sekil 2. Sag klavikulanin proksimal ucunda FDG tutulumu (A. BT, B. PET ve C. PET/BT), korpus sterni'nin orta kisminda FDG tutulumu (D. BT, E. PET ve
F. PET/BT).

tomografi taramasi aktif enflamasyonun belirlenmesinde ve
KRMO'nun diger rahatsizliklardan ayirt edilmesinde yardimci
olabilir. Kemik lezyonlarinin histolojik analizi malign sirecle-
rin dislanmasina yardimai olur, ancak KRMO'nun gorinimii
mikrobiyal enfeksiyonun neden oldugu akut ve sekonder kro-
nik osteomiyeliti taklit edebilir (8).

Kronik rekirren multifokal osteomiyelit, literatlirde tanim-
lanan sekliyle, diiz radyografilerde cesitli gérinimler sergile-
yebilir; tamamen osteolitik, sklerotik bir kenar ile osteolitik,
mikst litik, sklerotik ve tamamen sklerotik olabilir (9). Hastanin
g06gus radyografisinde klavikulada litik ve sklerotik bir lezyon

gOrulmustir. Bununla birlikte, MRG'nin ayirici tanida en hassas
goruntileme yontemi olmaya devam ettigini belirtmek ¢ok
onemlidir. Kronik rekirren multifokal osteomiyelitli hastalarin
MRG bulgulari genellikle kemik iligi ve ¢cevre dokulardaki STIR
sinyalinin yogunlugunun arttigini ve kemik ekspansiyonu-
nu gosterir (10). Olgunun goruntileme bulgulari literatiirde
tanimlananlarla uyumludur. Spesifik olarak, sag klavikulada
skleroz artisi ve sternoklavikiler eklemin bitisigindeki medul-
lanin fokal alaninda infiltratif sinyal degisiklikleri g6zlemlen-
mistir. TUm viicutta FDG tutulumu gosteren lezyonlari belirle-
mek icin PET/BT taramasi ile bu tir lezyonlarin kapsaml bir
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AL TLEB

Sekil 3. A-B. KRMO'nun erken evresinde hematoksilen ve eozin (H&E) (x100 ve 200) boyali kemik biyopsisi. Nétrofiller baskin hiicre tipidir. C. KRMO'da mo-

nositler, lenfositler ve plazma hiicre infiltrasyonu ile kronik enflamasyonu gésteren H&E boyali kemik biyopsisi. Siyah oklar fibrotik stromadaki osteoklastik
dev hiicreleri géstermektedir. D. KRMO'da geg kronik fibrozis evresinin H&E boyali biyopsi gorinimd.

degerlendirmesi yapilir. FDG tutulumu gdsteren ¢evre yumu-
sak doku bilesenleriyle birlikte litik lezyonlar gdzlemlenmistir.
Bu lezyonlar, sag klavikulanin proksimal ucunda ve sternumun
orta kisminda lokalize idi. Sakrumun sol yarisinda, sol iskium-
da ve sag femurun trokanter bolgesinde de fokal FDG tutu-
lumu saptanmistir. Kronik rekiirren multifokal osteomiyelitin
enfeksiy6z olmayan dogasi g6z dniinde bulunduruldugunda,
antibiyotikler bir tedavi yontemi olarak kullanilmamaktadir.
Bunun yerine, non-steroid anti-enflamatuvar ilaclar (NSAii'ler)
birinci basamak tedavi yaklasimi olarak kullaniimaktadir.
Hastamizin tedavisinde bir NSAIi olan naproksen kullaniimis
ve klinik tablosunda belirgin bir iyilesme saglanmistir. Non-
steroid anti-enflamatuvar ilaglara yetersiz yanit veren hastalar-
da, KRMO icin yaygin kabul gormius bir ikinci basamak tedavi
stratejisi bulunmamaktadir. Bu baglamda kortikosteroidler,
metotreksat, stlfasalazin, bisfosfonatlar, anti-timor nekroz
faktoru ajanlarn ve interlokin-1 reseptor antagonistleri dahil
olmak Uzere cesitli ilaclar kullanilmistir (2). ikinci basamak
tedavinin secimi genellikle bireysel hasta faktorleri ve KRMO
tablosunun spesifik 6zellikleri dogrultusunda yapilmaktadir.

Literatlrdeki birka¢ raporda benzer semptomlari olan
ve nihayetinde KRMO tanisi alan hastalar tanimlanmistir.
Ornegin, 10 yasinda bir kiz cocugu bir yildir devam eden sag
omuz agrisi sikayetiyle basvurmustur. Laboratuvar testleri,
radyografik goriintiileme ve kemik biyopsisi de dahil olmak
Uzere kapsamli bir klinik degerlendirme sonucunda KRMO ta-
nist konulmustur (11). Bir bagka olgu, yanlis tant koyma ihtima-
lini ve kapsamli tetkik ihtiyacini vurgulamaktadir. Dort buguk
yasindaki kiz hasta baslangicta kronik bakteriyel osteomiyelit
varsayimiyla alti ay boyunca uzun sureli antibiyotiklerle teda-
vi edilmistir. Ancak, ileri tetkikler KRMO tanisini dogrulamis
ve hasta NSAIi tedavisi ile basarili bir sekilde tedavi edilmistir
(12). Bir baska olguda, 13 yasinda bir kiz cocugu sol uylugun-
da sislik sikayetiyle basvurmustur. ilk gériintiilemeler malig-
nite endiselerini arttirmis ancak biyopside spesifik olmayan
osteomiyelit ortaya ¢ikarmistir. Daha sonra yapilan biyopsi
KRMO'yu dogrulamis ve hastanede yatis sirasinda sol hume-
rusta ikincil bir lezyon geliserek taniyr daha da pekistirmistir

(13). Ozellikle bu olgu, KRMO’nun diger hastaliklari taklit etme
ve taniyi zorlastirma potansiyelini vurgulamaktadir.

Sonug

Sonug olarak, semptomlarin spesifik olmayan dogasi ve
yanlis tani potansiyeli, multifokal osteomiyelit olgularinda
saglik calisanlarinin akut klinik farkindaligi muhafaza etmele-
rini, kapsamli tetkikler yapmalarini ve 6zellikle enfeksiyon ka-
niti olmadiginda ve antibiyotik tedavisi sonug¢ vermediginde,
daha kapsaml bir ayirici taniyr géz éniinde bulundurmalarini
zorunlu kilmaktadir.

Hasta Onami: Hasta onami alinmistir.
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