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Sindrome de Forestier: Reporte de un caso y revision de la literatura

Quillo-Olvera J*
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RESUMEN. Introduccion: El sindrome de Fo-
restier, también conocido como hiperostosis es-
quelética idiopatica difusa, es una enfermedad de
etiologia desconocida, caracterizada por aumento
en la masa ésea de diferentes partes del cuerpo,
responsable de cervicalgia y dorsalgia cronicas.
Métodos: Se presenta el caso de un paciente mas-
culino de 40 afios con diagnéstico mediante estu-
dios de imagen de sindrome de Forestier desde el
2006. Inicié su cuadro clinico con lumbalgia de in-
tensidad progresiva irradiada a miembro pélvico
derecho asociado a rigidez matutina de espalda.
Se le realizo cirugia de columna lumbar en Junio
de 2005 (laminotomia y disquectomia L.4-L5, espa-
ciadores intersomaticos rellenos de hueso y coloca-
cion de espaciador interespinoso dinamico L4-L5)
con poca mejoria postquirirgica, nosotros inicia-
mos tratamiento médico antiinflamatorio como se
describe en la literatura presentando una evolu-
cion satisfactoria. Discusion: Este padecimiento se
reporta como una entidad poco frecuente, por lo
cual el médico no lo tiene presente dentro de sus
diagnésticos diferenciales; se presenta con disfa-
gia como sintoma principal ademas de condicio-
nar cervicalgia o lumbalgia debido a hipertrofia y
osificacion ligamentaria, aumento de la masa ésea
con la consiguiente formacion de puentes 6seos. El
dolor lumbar o cervical es una causa frecuente de
consulta médica neuroquiruargica. Conclusiones:
La finalidad de este trabajo es presentar un caso
poco habitual de dolor lumbar aumentando la sen-

ABSTRACT. Introduction: Forestier syndrome,
also known as diffuse idiopathic skeletal hyperos-
tosis, is a disease of unknown etiology, character-
ized by an increase in the bone mass in different
parts of the body, which results in chronic cervical
and back pain. Methods: We report the case of a
male 40 year-old patient with a diagnosis of For-
estier syndrome in 2006 based on imaging studies.
The clinical picture began with lumbar pain of
progressive intensity irradiating to the right pel-
vic limb and associated with morning spine stiff-
ness. Lumbar spine surgery was performed in
June 2005 (laminotomy and L4-LS5 diskectomy,
interbody spaces filled with bone, and a dynamic
interspinous spacer in L4-L5), but there was little
postoperative improvement. We instituted antiin-
flammatory medical treatment as described in the
literature and the patient did fine. Discussion: This
condition is reported as an infrequent entity lead-
ing to physicians not considering it within their
initial differential diagnoses. It presents with dys-
phagia as the main symptom, together with neck
or lumbar pain due to ligament hypertrophy and
ossification, and increased bone mass leading to
the formation of bone bridges. Lumbar or cervi-
cal pain is a frequent cause for visiting the neuro-
surgeon. Conclusions: The purpose of this paper is
to present an unusual case of lumbar pain, which
increases the diagnostic sensitivity of this disease,
and may contribute to avoid unnecessary surgery.
This was complemented with literature review.
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sibilidad diagnéstica de este padecimiento y evitar
asi una posible cirugia innecesaria; se complemen-
t6 ademas con una revision de la literatura.

Palabras clave: hiperostosis esquelética idiopa-
tica difusa, dolor, columna, dolor lumbar.

Introduccion

La espondilosis hiperostdtica o también conocida
como hiperostosis vertebral anquilosante es una causa
bien establecida de disfagia y disfonfa."** En 1950, Fo-
restier y Rotes-Querol en una reunién promovida por la
liga francesa contra el reumatismo dieron a conocer esta
enfermedad anquilosante de la columna, la cual era di-
ferente a las descritas en ese tiempo, llamdndola desde
entonces enfermedad de Forestier.3 Esta puede afectar el
olécranon, la pelvis, rétula, calcaneo, etcétera’ y rara vez
se acompafa de osificacion del ligamento vertebral co-
mun posterior.’ Se caracteriza por un aumento de la masa
Osea (calcificacidn) en diferentes zonas del cuerpo, sien-
do la columna vertebral la més afectada, en particular, la
columna dorsal y cervical baja (C5 y C6),* formandose
grandes osteofitos,*”® con osificacién ligamentaria que
afecta el aspecto anterolateral de la columna,’® preservan-
dose la altura discal,' condicionando lumbalgia o cer-
vicalgia crénicas (causa frecuente de consulta médica).
Tiene un curso benigno y pocas complicaciones,” ademas
de ser de etiologia desconocida.’

Resnik en 1978 modificé el término por el de hiperos-
tosis esquelética idiopdtica difusa (DISH, por sus siglas en
inglés).? El tratamiento para esta patologia esta constituido a
base de antiinflamatorios o relajantes musculares, reservan-
dose el tratamiento quirdrgico sélo a pocos casos refracta-
rios al tratamiento médico.

Caso clinico
Historia y presentacion

Hombre de 40 anos, casado, originario de Veracruz
y residente del Estado de México. Sin antecedentes he-
redofamiliares de importancia. Su padecimiento-actual
comenzo hace cinco meses con dolor lumbar bajo, de
intensidad progresiva hasta volverse incapacitante, irra-
diado al miembro pélvico derecho y asociado con rigidez
«matutina» en toda la espalda; se le diagnosticé patolo-
gia lumbar no especificada, realizdndole una cirugia en
Junio de 2005 (laminotomia L4-L5 y espaciadores inter-
somdticos rellenos de hueso y colocacién de espaciador
interespinoso dindmico tipo Wallis L4-L5). Dos semanas
después de la cirugia, el paciente inici6 con dolor severo
tipo descarga en el miembro pélvico derecho, con limita-
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cién de todos los movimientos del tronco e incapacidad
para deambular.

Se le proporcioné un tratamiento con AINES (antiinfla-
matorios no esteroideos), cortisona, analgésicos y narcéti-
cos. Se le practic6 imagen por resonancia magnética (IRM)
y rayos X (Rx) simples de columna lumbar (Figuras 1y 2).
Durante esos dias, presenté un cuadro de apendicitis per-
forada con peritonitis enmascarada, por lo que se le prac-
ticé ileostomia y apendicetomia; continué con lumbalgia
y radiculopatia severas de miembro pélvico derecho. El 25
de Agosto de 2006 se le practic6 una cirugia para retirar el
espaciador extruido; durante el acto quirtrgico se presentd
una fistula de liquido cefalorraquideo y una hemorragia im-
portante.

Después de este evento, el paciente fue tratado con re-
poso, narcéticos, AINES y miorrelajantes. Mejor6 parcial-
mente el dolor, pero presentd disestesias e hipoalgesia del
empeine y en los ortejos del pie derecho, progresivos, asi
como debilidad distal del miembro pélvico derecho.

Actualmente, el dolor lumbar y del miembro pélvico de-
recho nuevamente fueron severos, especialmente al perma-
necer mucho tiempo sentado, al caminar o pararse (Figura
3). Hace aproximadamente cuatro meses inicié con dolor
cervical irradiado al hombro, trapecio y al miembro tordcico
derecho, asi como a la regidn interescapulo-vertebral bilate-
ral asociada con una rigidez matutina continia que empeora
con los esfuerzos (Figura 4).

Exploracién fisica y estudios de neuroimagen

Al la exploracidn fisica, el paciente presentd facies
algica, region cervical con espasmo severo bilateral; el test
de Spurling mostré afectacién bilateral, paresia de 4/5 del
biceps coracobraquial, extensor de la mufieca derecha y pro-
nador menor e hipoalgesia de la cara externa del antebrazo
derecho. En la regién lumbar se pudo observar una cicatriz
lumbar media en L2-S1 con dolor a la palpacién, espasmo
muscular bilateral mas importante de lado izquierdo y di-
ficultad de la marcha punta—talén. No present6 signo de
Lasegue, pero si limitacién de la extension y lateralizacion
del tronco por dolor; el test de Patrick mostré paresia 4/5 a
la dorsiflexién, eversion, flexién plantar en el gliteo y cua-
driceps derecho, con reflejos miotéticos ++, hipoalgesia en
cara interna y externa del pie y dorso del pie derecho.

La radiografia de columna cervical revel6 los puentes
6seos anterolaterales con preservacién discal (Figura 1).
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La resonancia magnética demostré extrusion del espaciador
intersomatico derecho con compresién radicular de L5 de-
recha (Figura 2). Los examenes de laboratorio mostraron

Figura 1. Radiografia lumbar prequirirgica y postquirdrgica donde se
aprecian los puentes 6seos (flechas).
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indices normales de velocidad de sedimentacién globular,
factor reumatoide, proteina C reactiva y antigeno de histo-
compatibilidad HLA B-27.

El tratamiento y los resultados se iniciaron a base de an-
tiinflamatorios y analgésicos, asi como relajantes muscula-
res, por lo que presentd un adecuado control de su sintoma-
tologia, evitdndose asi una reintervencion innecesaria.

Discusion

Conocida por muchas décadas como hiperostosis anqui-
losante senil de la columna, el sindrome de Forestier es una
entidad bien establecida.! Debido a su ocurrencia espinal y
extraespinal se introdujo el término hiperostosis esquelética
idiopética difusa (DISH).>* La DISH suele ser, en la mayo-
ria de los casos, asintomatica, de curso benigno y de pocas
complicaciones.” Afecta a mayores de la quinta década de la
vida, con una relacién de 2:1 hombre-mujer.*® Un estudio
reveld una prevalencia de 3.8% en los hombres y de 2.6%
en las mujeres.!" Se ha descrito una serie de manifestacio-
nes neurolégicas muy variadas como la radiculopatia o la
compresion medular, sin embargo, las mas comunes son las

Figura 2.

Imagen postquirdrgica con espa-
ciador intersomdtico extruido que
condiciona la compresion radicular
(flechas).

Figura 3.

Ultima imagen de resonancia mag-
nética lumbar donde se evidencia las
raices nerviosas libres de compresion
(flechas).
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Figura 4. Las flechas revelan los puentes dseos caracteristicos de la enfer-
medad, asi como la preservacion de los discos intervertebrales.

disfagia (en 17.5-28% de los casos)*>"8 disfonia, tos, disnea
y sensacién de cuerpo extrafio, las cuales son de larga evo-
lucién y mas importantes con los movimientos de extension
cervical >>812

Resnick establecié unos criterios radiograficos que
contribuyen a establecer un diagnéstico. Estos son los
siguientes: 1) osificacion de la regién anterolateral de cua-
tro cuerpos vertebrales contiguos. 2) Ausencia de anquilo-
sis de las uniones apofisiarias y/o articulacién sacroiliaca.
3) Preservacion de los discos intervertebrales,>1%13:14 Jog
cuales se cumplen en nuestro paciente, demostrados en
los exdmenes radiograficos. Desde el punto de vista ge-
nético, presentan positividad para los antigenos leucoci-
tarios humanos (HLA, por sus siglas en inglés).> No hay
una etiologia conocida hasta el momento,*® aunque se han
reportado casos en un trauma severo,* asi como gota, ar-
tritis reumatoide o diabetes mellitus.” La hiperinsulinemia
estd fuertemente relacionada con esta enfermedad con o
sin diabetes mellitus®® ademds de obesidad, dislipidemias
y el uso prolongado del isoretinol.®

El sitio mas cominmente afectado es la regién toracica,
seguido de la regién cervical entre la cuarta y la séptima
vértebra® y por dltimo la regién lumbar, cuya caracteristi-
ca es la osificacién del ligamento vertebral comun anterior.
También se han reportado el ligamento longitudinal poste-
rior, el ligamento nucal, el ligamento amarillo y los intraes-
pinosos,'? formandose complejos osteofiticos, mds comunes
en el lado derecho.®'° Estos a su vez, forman puentes Gseos
en la regidn tordcica y osificacién sin puentes de hueso en
las regiones cervical y lumbar.'°

El diagnéstico se basa en los criterios radioldgicos de
Resnick, asi como en una historia de dolor crénico bajo
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de espalda y en los hallazgos radiolégicos de moderada a
severa espondilosis.'® A nivel lumbar, la compresion extra-
dural ocurre por proliferacién fibrosa local del ligamento
amarillo, lo que condiciona estenosis del canal espinal.'?
Una clasificacién importante de hiperostosis toracoespinal
es la presentada por Resnick en la radiografia de térax (de
acuerdo con el aspecto anterolateral de los cuerpos vertebra-
les), 101113 ta] como sigue:

Grado 0: No hay osificacion.

Grado I: Osificacion prevertebral o prediscal en uno o dos
cuerpos vertebrales o un puente 6seo.

Grado II: Osificacion prevertebral o prediscal de tres o mas
cuerpos vertebrales, continuos, o dos puentes 6seos.
Grado III: Tres o mas puentes 6seos prediscales o prever-
tebrales.

Debido a la rareza de este sindrome, su diagnostico es
realizado por exclusion® e historia clinica, ademas de es-
tudios de imagen (radiografias, tomografia, etcétera).'' El
tratamiento es controversial, pues la mayoria de los auto-
res defienden un tratamiento médico hecho a base de an-
tiinflamatorios (esteroideos y no esteroideos), relajantes
musculares y modificacién del estilo de vida (dieta),>*® in-
dicando el tratamiento quirdrgico s6lo para aquéllos en los
que fracasa el tratamiento conservador o persiste una clini-
ca algida lo suficientemente invalidante como para dismi-
nuir su calidad de vida.*® Por ello, es de gran importancia
la sospecha de este diagndstico en la patologia lumbar o
cervical para asi evitar cirugias innecesarias y sus posibles
complicaciones.

Conclusiones

La enfermedad de Forestier es una entidad poco comun
que se presenta en etapas tempranas de la vida y que causa
disfagia, lumbalgia y/o cervicalgia; los sintomas neurol6-
gicos son raros y el desarrollo de hipertrofia progresiva de
ligamento amarillo condiciona la sintomatologia radicular
y en casos avanzados, al canal estrecho. La sintomatologia
antes mencionada es causa frecuente de consulta médica,
motivo por el cual se debe tener en cuenta como diagnéstico
diferencial a fin de evitar un procedimiento quirtrgico, ya
que en la gran mayoria de los pacientes el tratamiento es
médico, reservandose la cirugia sélo a aquéllos con renuen-
cia al tratamiento médico, clinica invalidante o con sintoma-
tologia neurolégica.
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