CASO CLINICO

"
{A‘/

Abril-Junio 2023
Vol. 1, nim. 2/ pp. 107-111

Hiperostosis esquelética idiopatica
difusa: un caso con lesion medular
posterior a traumatismo

Recibido: 03 de Mayo de 2023
Aceptado: 09 de Mayo de 2023

doi: 10.35366/111634

Diffuse idiopathic skeletal hyperostosis: a case
with spinal cord injury after trauma

José Miguel Martinez Betanzos,* Ricardo Erik Robles Ortiz,*
Alejandro Fabidn Rodriguez Messina,* José Francisco Sdnchez Sanchez, *
Magdiel Adan Cruz Guzmén*

Palabras clave:
hiperostosis esquelética
difusa, Forestier,
descompresion, lesion
medular, columna
cervical, ASIA.

RESUMEN

La hiperostosis esquelética difusa también conocida como DISH, por sus siglas en inglés, o enfer-
medad de Forestier es una enfermedad poco comdn de etiologia desconocida. Es una afeccion
sistémica en la que se desarrolla osificacidn de las caras anterolaterales de al menos cuatro cuerpos
contiguos, calcificacion de ligamentos y entesis; se acompafia de dolor a nivel de columna, predo-
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minantemente en la columna toracica. En este reporte de caso presentamos un paciente femenino
de 70 afios de edad que presenta DISH con lesion medular completa de c7 a distal en escala de
ASIA A después de una caida de su propio plano de sustentacion. Fue manejada quirirgicamente
con abordaje cervical posterior e instrumentacion de masas laterales y descompresion con buena
evolucién clinica y recuperacion clinica parcial a ASIA C.

ABSTRACT

Diffuse idiopathic idiopathic skeletal hyperostosis (DISH), or Forestier’s disease is a rare disease of
unknown etiology. It is a systemic condition in which ossification of the anterolateral sides of at least
four contiguous bodies, calcification of ligaments and entheses develops and is accompanied by
spinal pain predominantly in the thoracic spine. In this case report we present a 70-year-old female
patient presenting with DISH with complete spinal cord injury from c7 to distal on ASIA A scale
following a fall from her own plane of support managed surgically with posterior cervical approach
and instrumentation of lateral masses and decompression with good clinical evolution and partial
clinical recovery to ASIA C.

INTRODUCCION

La enfermedad de Forestier y Rotes-Querol fue descrita en el afio de 1950 como
una enfermedad hiperostésica anquilosante de la columna vertebral que se de-
sarrolla en persona de la tercera edad. Resnick introdujo, en el afio de 1975, el
concepto de hiperostosis esquelética idiopatica difusa (DISH, por sus siglas en
inglés) que es un trastorno sistémico, no inflamatorio. Tiene una incidencia global
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de 6-12% a partir de los 50 anos de edad, menos co-
mun en poblaciones de raza negra, nativos americanos
y asiaticos.!>

En la literatura, los estudios informan que los
pacientes con DISH tienen niveles altos de insulina
y hormona del crecimiento. Como es bien sabido, el
factor de crecimiento similar a la insulina 1 (IGF-1)
estimula la actividad de la fosfatasa alcalina y la pro-
duccién de colageno tipo Il en los osteoblastos, y la
hormona del crecimiento puede inducir el desarrollo
local de IGF-1 y proteinas de unién a IGF en condro-
citos y osteoblastos, lo que explica el crecimiento y la
proliferacion de las células osteoblasticas.5°

La hiperosteogenia en el borde anterior de la co-
lumna cervical se debe, en la mayoria de los casos, a
degeneracion cervical. Los pacientes que presentan
osificacién del ligamento longitudinal posterior pueden
llegar a desarrollar sintomas neurolégicos como radi-
culopatia y mielopatia cervical.?

Las teorias actuales se centran en la calcificacion
patoldgica del ligamento longitudinal anterior de la co-
lumna como principal mecanismo fisiopatolégico de la
enfermedad. Las caracteristicas clinicas varian desde
sinovitis monoarticular hasta obstruccion de las vias
respiratorias y pueden estar asociadas a condiciones
sistémicas. Las comorbilidades incluyen obesidad,
hipertension, diabetes mellitus, hiperinsulinemia, dis-
lipidemia e hiperuricemia.

Los sintomas neuroldgicos se observan en al-
rededor de 4% de los casos; puede asociarse con
compresién de la médula espinal, compresion de la
raiz nerviosa e insuficiencia de la arteria vertebral.

Los criterios diagnosticos que se deben consi-
derar para poder realizar el diagnostico de DISH
incluyen afectacion de cuatro niveles continuos,

Figura 1:

Estenosis cervical a nivel de
¢5-c6 con edema medular.
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conservacion de los espacios intersomaticos, au-
sencia de anquilosis apofisaria o erosiéon de la fusion
sacroiliaca.®10

Radiograficamente, se caracteriza por una osifi-
cacion de la columna anterolateral, ademas del anillo
externo de los niveles continuos sin afectacion del
disco intervertebral.*

La evaluacién radiolégica exhaustiva mediante
rayos X, tomografia computarizada (TC) y resonan-
cia magnética nuclear (RMN) ayudaria preopera-
toriamente a planificar la descompresién completa
de los niveles estenosados. También ayudara a
guiar la seleccion de enfoques en funcion de los
cambios patolégicos en los niveles vertebrales y el
canal espinal.**7

Cuando la DISH se complica con una osificacion
del ligamento longitudinal posterior, para determi-
nar el tratamiento mas adecuado se deben tener
en cuenta varias condiciones. Cuando los signos o
sintomas neurol6gicos son leves y no hay evidencia
de mielopatia, se debe considerar un tratamiento
conservador; pero la compresion de la médula espinal
a largo plazo puede provocar dafios irreversibles, por
lo que se recomienda la descompresion quirdrgica
cuando la mielopatia es evidente. Sin embargo, el
mejor abordaje quirargico sigue siendo controvertido.
La reseccion y fusiéon vertebral anterior después la
osificacién es un método quirdrgico radical, que es el
més adecuado para osificacion local o segmentaria
en pacientes sin estenosis congénita, que involucra
menos de tres vértebras. Por el contrario, el abordaje
posterior, principalmente laminoplastia, es amplia-
mente utilizado para tratar a pacientes mayores de
65 afios de alto riesgo, con enfermedades multiseg-
mentarias y sin cifosis.!®

Cirugia de Columna | 2023; 1 (2): 107-111



Martinez BJM y cols. | Hiperostosis esquelética idiopatica difusa

Figura 2: Control con intensificador de imégenes, instrumen-
tacion con tornillos de masas laterales, izquierdo ¢3-c4, ¢6-c7,
derecho c4-c5, ¢5-c6, c6-c7, mas descompresion.

PRESENTACION DEL CASO

Paciente femenino de 70 afios de edad con ante-
cedente de diabetes mellitus tipo 2 en control con
metformina, hipertension arterial en tratamiento con
metoprolol, hipotiroidismo en control con levotiroxi-
na. Refiere iniciar su padecimiento actual el dia 17
de marzo de 2023 con caida de su propio plano de
sustentacion y posterior debilidad de extremidades
inferiores; seis dias después sufre nueva caida, de-
sarrollando disminucion de fuerza y sensibilidad, con
clinica sugestiva en escala de ASIA A.

La resonancia magnética a nivel de columna
cervical secuencia T2 muestra pérdida de la lordosis
cervical con disminucion del espacio intersomatico de
c5-c6, en porcion anterior y posterior, que evidencia
cambios hiperintensos medulares e hiperostosis an-
terior de ¢3-c7 (Figura 1).

Se completa protocolo prequirdrgico sin contrain-
dicacion para cirugia, la cual se realiza el dia 18 de
abril de 2023 con abordaje cervical posterior e instru-
mentacion de masas laterales, izquierdo c3-c4, c6-c7,
derecho c4-c5, c5-c6, c6-c7 y descompresion (Figuras
2 a 4). Present6 sangrado de 4,300 cc durante la ciru-
gia, por lo que se requirio transfusion de seis paquetes
globulares. La fuerza muscular y la sensibilidad mejo-
raron inmediatamente después del evento quirurgico.
Se toma biometria hematica de control al dia siguiente
con un reporte de 9.8 g/dl. Se coloca collarin rigido tipo
Philadelphia luego de la cirugia. Paciente clinicamente
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estable con recuperacién favorable en escala de ASIA
C, se mantiene en observacion tres dias posterior a
cirugia con cuidados de herida quirdrgica sin datos de
infeccion o sangrado activo y sin datos de bajo gasto;
la paciente realiza ciertas actividades de extremidades
superiores como comer y sujetar objetos de manera
independiente, por lo que se decide su alta del servicio
y posterior vigilancia por medio de la consulta externa
del médulo de columna de esta unidad.

DISCUSION

La enfermedad de Forestier no sélo se caracteriza por
una osificacion y clasificacion de ligamentos y tendo-
nes, sino también por una afectacion de la columna
cervical que causa compresion de la médula cervical y
sindrome medular central con pocos casos reportados
de osificacion de ligamento longitudinal posterior que
ocasionan complicaciones neurolégicas como conse-
cuencia de traumatismos a nivel de columna cervical.*°

Los datos epidemioldgicos actuales reportan una
incidencia, en pacientes mayores de 50 afos de edad,
de 25% para hombres y 15% para mujeres. Dado que la
evolucion natural de la enfermedad es benigna, muchas
veces se tiene una subestimacion de la incidencia, ya
gue sélo se encuentra en el estudio de otras afecciones,
pero con factores de riesgo bien establecidos como son
diabetes mellitus, hipertension arterial y obesidad.*®

En 1976, Resnick y Niwayama publicaron los pri-
meros criterios radiograficos para diagnosticar DISH
que incluian clasificacion anterolateral de al menos
cuatro cuerpos vertebrales continuos, preservacion de
la altura del disco en las areas involucradas y ausencia
de cambios extensos de enfermedad discal degene-
rativa, incluyendo fenbmenos de vacio y esclerosis
marginal del cuerpo vertebral.?°

En este informe de caso se presenta un paciente
con antecedente de caida de su propio plano de
sustentacion con posterior disminucion de la fuerza 'y
sensibilidad de las cuatro extremidades con clinica en
escala de ASIAA manejado de manera quirlrgico con
abordaje cervical posterior e instrumentacion a masas
laterales y descompresion con mejoria significativa
de las fuerza y sensibilidad de las extremidades en
escala de ASIA C.

CONCLUSIONES

La mayoria de los pacientes con DISH presentan
una evolucién favorable sin tratamiento o con trata-
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Figuras 3: Tomografia axial computarizada de columna cervical postquirirgica donde se observa instrumentacion con tonillos de

masas laterales.

Figura 4: Instrumentacion con tornillos a masas laterales y
descompresion.

miento conservador; sin embargo, algunos pueden
llegar a presentar sintomas neuroldgicos, asi como
disminucién de la fuerza y sensibilidad de la extre-
midades que llegan a ser discapacitantes para las
actividades de la vida diaria por lo que, en algunas
ocasiones, se pueden beneficiar de un tratamiento
quirurgico con la finalidad de estabilizar y descom-
primir la médula espinal con una evolucion clinica
favorable y recuperacion paulatina, tanto de la fuerza
muscular como de la sensibilidad de las extremidades
afectadas. En el caso de este paciente, después de
la instrumentacion posterior y descompresion se
observa una recuperacion favorable inmediata luego
del evento quirdrgico con recuperacion de la fuerzay
sensibilidad, y con disminucién del dolor a nivel de la
columna cervical. Inicialmente, al llegar a esta unidad,
la paciente tenia una categoria A en escala de ASIA,
pero tuvo una evolucion favorable y pas6 a ASIA C.
Con movilizacion de las extremidades superiores,

110

fue capaz de realizar ciertas actividades de manera
independiente como sujetar algunos objetos y uso
de utensilios para poder comer por si sola, lo que
representd una mejoria sustancial tanto de la fuerza
como de la sensibilidad de c5 a distal.
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