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Forestier's Disease (Vertebral Ankylosing Hyperostosis,
Diffuse Idiopathic Skeletal Hyperostosis)

Forestier's disease, or ankylosing hyperostosis of the cervical
spine, or diffuse idiopathic skeletal hyperostosis which has
been described to cause dysphagia, dyspnea, laryngeal stridor,
snoring, vocal cord paralysis, hoarseness appears very rarely.
Two cases of severe respiratory distress due to bilateral vocal
cord paralysis with Forestier's disease are presented. The clini-
cal, diagnostic and therapeutic work-up and the prognostic
outcome of the laryngeal pathology are discussed.
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Ozet

Disfaji, dispne, larengeal stridor, horlama ve ses kisikgi gibi
semptomlara neden olan Forestier hastaligi (vertebral ankilo-
zan hiperostoz, diffiiz idiopatik skeletal hiperostoz) oldukca na-
diren gorulur. Bilateral kord paralizisi nedeniyle siddetli solu-
num sikintisi gostererek klinigimize basvuran Forestier hastalig
tanisi koydugumuz iki olgu klinik, tani, tedavi ve prognoz aci-
sindan literatir esliginde sunulmustur.

Anahtar Sézciikler: Forestier hastaligi, diffiiz idiopatik skeletal
hiperostoz, bilateral vokal kord paralizisi.
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Giris

Vertebral ankilozan hiperostoz, diffiiz idiopatik
skeletal hiperostoz (DISH) gibi sinonomleri de olan
Forestier hastalig: literatiirde oldukc¢a nadir rastla-
nan bir patolojidir. Ilk kez 1950 yilinda tanimlan-
mustir.! Olgularin en sik yakinma nedeni disfaji ve
bilateral kord paralizisine bagli gelisen stridor,
dispne, horlama ve ses kisiklig1 gibi respiratuar ya-
kinmalardir.2 Servikal grafiler ile kolaylikla tani ko-
nabilirse de ¢ok nadir olarak goruldigi icin KBB
pratiginde pek taninmadigindan, semptomlari ne-
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deniyle cesitli patolojiler arastirilirken ayirict tanida
distntlmez ise hastalara uzun bir siire tant kona-
mayabilir. Tedavileri cerrahidir. KBB pratiginde pek
taninmayan ve ¢ok nadir rastlanan Forestier hasta-
ligmi iki olgumuz nedeniyle giindeme getirip tani,
tedavi ve prognoz acisindan literatiir esliginde sun-
maktayiz.

Olgular

Olgu 1

68 yasinda, erkek hasta 5 yildan beri giderek ar-
tan horlama, geceleri aniden olusan kisa streli ne-
fes darligi, son bir haftadir tim giin devam eden
nefes darligi ve ses kisikligr yakinmast ile poliklini-
gimize basvurdu. Bilateral kord paralizisi tanisiyla
02.10.1999 tarihinde trakeotomi acildi. Anamnezin-
de gecirilmis bir boyun veya tiroid cerrahisi ya da
travma veya entiibasyon 6ykiisi bulunmayan has-
tada bilateral kord paralizisini aciklamak icin yapi-
lan boyun ultrasonografisi ve ¢n-arka akciger grafi-
sinde boyunda kitle, pulmoner bir patoloji veya
mediyastinal kitle gibi herhangi bir patolojiye rast-

lanmad:. Hematolojik ve biyokimyasal test sonugla-
r1 normal olarak degerlendirilen hastaya 15.10.1999
tarihinde kord lateralizasyonu yapild: fakat effektif
yanit alinamayinca 10.11.1999 tarihinde endoskopi
yapildi. Her iki aritenoidin 6demli oldugu ve endo-
larenkse prolabe oldugu saptandi. Aritenoidin pro-
labe olan kisimlart rezeke edildi. Daha sonra hasta-
nin trakeotomisi kapatilarak taburcu edildi. Hasta 2
ay sonra tekrar nefes darligi ile bagvurunca 6dem
nedeniyle nefes darlig1 gelistigi soylenerek tibbi te-
davi uygulandi. Yakinmasi devam eden hastaya
tekrar trakeotomi acildi ve 10.02.2000 tarihinde 2.
kez kord lateralizasyonu yapildi. Trakeotomisi ka-
patilarak taburcu edildi. Ancak hasta 2 ay sonra tek-
rar nefes darligt geliserek poliklinigimize basvurdu.
04.05.2000 tarihinde endoskopik olarak sol band,
aritenoid vokal progesi ve kordun 1/3 posterioru
rezeke edildi. 22.05.2000 tarihinde cekilen boyun
BT'de C2-C7 arasi servikal vertabralarda belirgin os-
teofit tespit edilmesi Gizerine (Resim 1 ve 2) Fores-
tier hastaligi distunildi. Yapilan diger radyolojik
tetkiklerde sagda daha belirgin gonartroz, el bilek-
lerinde minimal artrotik degisiklikler ile torako-lom-
ber ve alt lomber diizeyde daha belirgin yer yer

Resim 1.

Olgu 1'in BT'sinde servikal vertebra korpusu 6nlinde belirgin osteofitler gérilmektedir.
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Resim 2.

gorilmektedir.

koprilesmeler, vertebral platolarda skleroz ve dev
osteofitik yeni kemik olusumlarinin gorilmesi,
omuz ve sakroiliak eklemlerde herhangi bir patolo-
jiye rastlanmamis olmasi Forestier hastaligi tanisini
desteklemistir. Biyokimyasal tetkiklerde aclik kan
sekeri 127-136 mg/dl arasinda oldugu icin diabetes
mellitus tip-II tanist da konan olguda daha sonra
beyin cerrahisi klinigi tarafindan 13.06 2000 tarihin-
de servikal osteofit eksizyonu yapildi. Operasyon-
larda c¢ikarilan parcalar patolojiye gonderildi. So-
nuglarda malignansi saptanmadi. Servikal osteofitle-
rin ¢ikartilmastyla hastanin disfaji yakinmalart gecti.
En son yapilan endoskopide her iki bandin ileri de-
recede 6demli ve rimanin 1 mm oldugu gorildi.
Son BT'sinde glottik ve supraglottik diuzeyde daral-
ma tespit edildi. Indirekt laringoskopide her iki
band ve aritenoid 6demli ve rimay: kapatmis du-
rumda idi. Boyun palpasyonunda herhangi bir len-
fadenopati ele gelmedi. Sagda osteoid eksizyonuna
ait insizyon skari mevcuttu. Ancak bu operasyonla
da hastanin solunum yakinmalari gecmeyince lazer
tedavisi uygulanmak tizere sevk edildi. Sevk edildi-
gi merkezde birer ay arayla 4 kez laser tedavisi uy-

Olgu 1'in BT'sinde osteofit ile anterior vertebral yiizey arasinda radyolusent bir ¢izgi

gulandi. Ancak hastanin sikayetleri tekrarlayinca
07.05.2001 tarihinde poliklinigimize basvurdu.
15.05.2001 tarihinde hastaya endoskopi yapildi. Ri-
ma glottis 1-2 mm olarak degerlendirildi. Bunun
tzerine 23.05.2001 tarihinde laringofissir yaklasi-
miuyla sag kordektomi yapildi. 13. giinde hasta de-
kantile edilerek 11.06.2001 tarihinde taburcu edildi.
Son olarak 1 haftadir giderek artan solunum sikaye-
ti ile basvuran hasta acil trakeotomi acilarak yatiril-
di. Indirekt laringoskopide epiglot normal, hasta
sag kordektomili, bilateral bantlar hipertrofik olup
limeni dolduran yumusak doku kitlesi izlendi. Ri-
ma glottis 2 mm olarak degerlendirildi. Diger yapi-
lar tam olarak degerlendirilemedi. Hasta 28.06.2001
tarihinde lokal anestezi altinda operasyona alindi.
Daha 6nceden mevcut trakeotomi yeri genisleterek
hasta tekrar kantle edildi. Flexibl endoskop ile has-
tanin larengeal yapilari degerlendirildi. Her iki ary-
tenoidin, epiglot yontinde deviye oldugu ve rima
glottisi daralttigi, acikliginin 1-2 mm oldugu goril-
di. Kontrole gelmek tizere trakeotomili olarak ta-
burcu edildi.
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Olgu 2

Tip-1II diabetes mellituslu 65 yasindaki erkek has-
ta yaklasik 1 yildir yemek yerken bogazda acima, ta-
kilma hissi, son 2 haftadan beri nefes almada zorluk,
ses kisikligi yakinmast ile klinigimize basvurdu. Has-
tada akut solunum sikintist, suprasternal ve suprak-
lavikiler ¢ekilmeler vardi. Acil trakeotomi acildiktan
sonra yapilan endoskopide epiglot, vallekula, sints
priformisler olagan, rima 1 mm aciklikta, her iki
band, kord normal goriiniimde, her iki aritenoid ve
kord fikse olarak degerlendirildi. Bilateral kord fik-
sasyonuna neden olabilecek herhangi bir patoloji
saptanamayan hastanin 07.08.2001 tarihinde c¢ekilen
boyun BT’sinde glottik bolgede, hava stitununu sag
posteriordan kismen daraltan, 23x11 mm boyutlarin-
da izodens kitle lezyonu gorildi. Yan servikal gra-
fide vertebral araliklari daraltmayan ve C3-C7 servi-
kal vertebralarin 6n kenarlart boyunca c¢aglayan tar-
zinda birbirini takip eden genis osteofitik lezyonlar
gorildi (Resim 3). Sakroiliak eklemleri normal ola-
rak degerlendirilen hastaya kesin olarak Forestier
hastalig1 tanist kondu. Hastaya koroner arter hastali-

81 nedeniyle kontrendikasyon oldugu icin miidaha-
le edilmeyerek kardiyoloji klinigine yonlendirildi.
Cekilen koroner anjiografi sonucunda hastaya koro-
ner by-pass yapildi. Daha sonra beyin cerrahi klini-
gi tarafindan transservikal yolla osteofitler 2x1.5x3
cm boyutlarindaki parcalar seklinde tamamen ¢ikar-
tildi. Ayni seansta suspansiyon larengoskopi yapila-
rak kord vokallerin 3 cm asagisinda limeni tama-
men oblitere eden grantlasyon dokusu forseps yar-
dimt ile ¢ikartilip limen acildi. Operasyon sonrast
hastanin disfaji yakinmalari hemen gecti, fakat disp-
ne ve ses kisikligi bir miiddet daha devam etti. Tra-
keotomili olarak taburcu edilen hasta araliklarla
kontrollere c¢agrildi. Hasta 6 ay sonraki kontrolde
yakinmalarinin oldukc¢a azaldigini ifade ediyordu.
Yapilan larengoskopik muayenede sag kord hare-
ketlerinin diizeldigi, sol kord hareketlerinin ise kisit-
li oldugu ve rima glottisin 5-6 mm oldugu gozlendi.
Bunun Uzerine trakeotomi kapatilarak hasta basart
ile dekantile edildi. Halen kontrollere gelen hasta-
nin operasyondan sonra baslayan ellerinde uyusma
yakinmasi disinda bir sorunu yok.

Resim 3.

Olgu 2'nin yan servikal grafisinde birbirini takip eden bes vertebra korpusunda da kopri

tarzinda kemiklesme goriintlsu (selale gérlintusi) vardir. Genis osteofitler ve dzellikle
servikal vertebral spinler arasindaki disk ytksekligi korunmustur.
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Tartisma

Asemptomatik olarak toplumun %20-30’unda ser-
vikal osteofitlere rastlanir.3 Otopsilerde %6-12 ora-
ninda diffiiz idiopatik skeletal hiperostoza (Forestier
hastaligy rastlandigi bildirilmistir.4 Forestier hastaligt
etyolojisi bilinmeyen bir kemiklesme diatezi olarak
tanumlanir.45 Literatlirde obezite, diabetes mellitus,
gut hastaligi, A vitamin diizeyleri ile DISH arasinda-
ki iliskilere dikkat cekilmis ve bu hastaligin etiopato-
genezinde metabolik bir patolojinin rol oynayabile-
cegi ileri strtlmiistiir.56 ki olgumuzda da diabetes
mellitusun olmast literatiirti desteklemektedir.

Patogenezde servikal vertebralarin anterior lon-
gitudinal ligamentinin ossifikasyonu stz konusu-
dur.” Paravertebral ligament ve kaslarin endo-kond-
ral ossifikasyonu ve ileri derecede spinal osteofit
formasyonu karekteristiktir.8 Paravertebral ossifikas-
yonun en az 4 vertebra boyunca devamli olmasi ge-
rekir.59 Tani primer olarak radyolojiye dayanir.4510
Rasnick kriterlerinin varligi kesin tanit koydurur.s
Bunlar t¢ adettir. 1) En az dort komsu vertebra se-
viyesinde akar tarzda ossifikasyon veya kalsifikas-
yon (selale gortintiisi). 2) Vertebra cisminde skle-
roz ve astr1 primer dejeneratif disk hastaligi olmak-
sizin tutulan seviyede intervertebral disk yiiksekligi-
nin relatif olarak korunmasi. 3) Apofizyal eklemin
kemiksel ankilozu ve sakroiliak eklem erezyonu,
sklerozu veya intraartikiiler kemiksel ankilozun ol-
mamast. Sundugumuz iki olgudaki radyolojik bul-
gular yukarida sayilan Rasnick kriterleri ile tama-
men uyumluydu ve bu nedenle olgularimiza Fores-
tier hastaligi tanist konabildi.

Sundugumuz iki olguda da gozlendigi gibi iler-
lemis Forestier hastaligi, olgularda disfaji, yabanci
cisim hissi, aspirasyonun yant sira ses kisikligi,
dispne, horlama, stridor gibi tst solunum yoluna ait
semptomlara neden olabilir.? Literatiirde siddetli ha-
va yolu obstrikstiyonu gosteren olgular vardir.1t Ay-
rica hastalikla birlikte spinal kord basisi ve periferik
kranial sinir tutulumu da rapor edilmistir.”

Forestier hastaliginda goriilen en sik yakinma
nedeni disfaji olarak bilinir.2 Baslangicta servikal
dev osteofitlerin 6zofagusa kompresyonunun yarat-

t1ig1 mekanik obstriiksiyon, daha sonra da gelisen
ozofagus duvarindaki inflamasyon ve fibrozis, dis-
fajiden sorumludur.78 Bununla beraber 6zofageal
denervasyon da disfajiden sorumlu olabilir.” Oste-
ofitlerin alinmast sonrasinda her iki olgumuzda da
disfajinin ortadan kalkmas: bize mekanik bir obst-
riksiyonu dustndirmektedir.

Ust solunum yolu semptomlari bilateral kord pa-
ralizisi ya da postkrikoid tlserasyon ve ¢deme bag-
11 olarak gelisebilir.412 Servikal osteofitler krikoid ki-
kirdagin posterior ve superiorunda ise larengeal
semptomlar agirlik kazanir.’3 Her iki olgumuzda da
osteofitler C3-C7 vertebralar arasinda idi. Osteofitle-
rin mekanik travmasi sonucu olgularimizda bilateral
kord paralizisi gelistigini diisiniyoruz. Nitekim
ikinci olgumuzda mekanik travma ortadan kalkinca
paralizi de sona ermistir.

Hastalik genellikle 60 yasin tistiindeki erkeklerde
gortlir.479 Sundugumuz iki olgunun da erkek ve 60
yas ustiinde olmast literatirti desteklemektedir.

Disfaji yakinmast nedeniyle hastalarda malig-
nansi olasilig: ileri yas nedeniyle daima one ¢ikar.
Bu olasiligt arastirmak icin kontrastl radyolojik tek-
niklerin yansira endoskopi ve biyopsi defalarca ya-
pilir. DISH'te yiiksek &zofagus perforasyonu riski
nedeniyle endoskopiden kaciimalidir ayrica bu
hastaligin taninmas: farengeal timor siiphesi ile 1u-
zumsuz biyopsileri de 6nleyecektir.14

Forestier hastaliginda asemptomatik olan olgu-
larda ve semptomlart siddetli olmayan olgularda
konservatif davranilarak inflamasyon, 6dem ve en-
feksiyona yonelik ila¢ tedavilerinin yani sira diet
Onerileriyle takip Onerilir.3 Semptomatik olgularda
ise cerrahi olarak osteofitler cikartilir.47-9.1112 Oste-
ofitlerin mekanik basi etkileri ortadan kaldirildigt
icin eger noral bir patoloji gelismemis ise semptom-
lar ortadan kalkar. Sundugumuz olgulardan da an-
lasilacagi gibi kord paralizisi gelismis olgularda cer-
rahi olarak osteofitlerin ¢ikartilmasi farengeal semp-
tomlart diizeltmis ve birinde respirasyon problemi-
ni de ¢ozmustir. Birinci olgumuzda oldugu gibi bi-
lateral kord paralizisi irreveribl ise yeterli hava yolu
saglamak icin kord lateralizasyonu, kordektomi, ari-
tenoidektomi gibi yontemlerden biri veya birkact
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uygulanabilir, sorun ¢oziillemezse hasta trakeotomi-
li olarak takip edilir.
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