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This case was presented at the 32 Turkish Na-
tional Otolaryngology Head and Neck Surgery
Congress 27-31 October, Antalya, Turkey.
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Antalya, Tiirkiye) sunulmustur.
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Osteomyelitis of the Mandible Secondary to Osteopetrosis:

A Case Report

Osteopetrozise Ikincil Gelisen Mandibula Osteomiyeliti.

Olgu Sunumu

Mehmet Durmusoglu, Ersoy Dogan, Mustafa Cenk Ecevit, Taner Kemal Erdag

Department of Otolaryngology, Faculty of Medicine, Dokuz Eyliil University, {zmir, Turkey

Osteopetrosis is a rare genetic bone dysplasia that devel-
ops secondary to defective activity of osteoclasts in bone
resorption and remodelling functions. Osteomyelitis of
the mandible can be seen as a complication in patients
with osteopetrosis because of impaired bone vascular-
ity and its management could be difficult. In this study,
we reported a 10-year-old girl with osteopetrosis who

Osteopetrozis nadir gortilen genetik bir kemik displa-
zisidir ve osteoklastlarin kemik rezorpsiyonu ve yeni-
den yapilanmas iglevlerindeki bozukluga ikincil gelisir.
Mandibula osteomiyeliti, kemikte azalan vaskilariteye
bagli olarak osteopetrozisli hastalarda goriilebilen ve te-
davisi zor olabilen bir komplikasyondur. Bu ¢alismada
alt ¢enede sislik yakinmasi ile bagvuran ve mandibula

presented with jaw swelling and was treated for oste-
omyelitis of the mandible in our department. Based on
the current literature, we pointed to osteomyelitis of the
mandible, which is a rare complication of osteopetrosis,
with diagnostic and therapeutic features.
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osteomiyeliti nedeniyle klinigimizde tedavi edilen, os-
teopetrozisli 10 yaginda bir kiz ¢ocugunu sunduk. Lite-
ratiir bilgileri 1s131nda osteopetrozisin nadir bir kompli-
kasyonu olan mandibula osteomiyelitine, tan: ve tedavi
6zellikleriyle dikkat cekmeyi amagladik.

Anahtar Kelimeler: Osteopetrozis, osteomiyelit, mandibula

Giris

Osteopetrozis osteoklastlarin yikim islevlerindeki bozukluk ve yeniden yapilanma defekti nedeni ile ke-
miklerde yaygin skleroza neden olan, nadir gortilen genetik bir hastaliktir (1). 11k kez 1904 yilinda Albers-
Schonberg tarafindan tamimlanmugtir. Otozomal resesif (infantil) ve dominant tipleri tanimlanan hasta-
ligin insidans: otozomal resesif tipte 1/250000 ve otozomal dominant tipte 1/20000 olarak bildirilmistir
(2). Uzun kemik fraktiirleri ve osteoartritin gorilebildigi bu hastalikta maksilla ve mandibula osteomiyeliti
de tedavisinde glilikler yasanabilen komplikasyonlardandir (3). Bu ¢aligmada alt ¢enede sislik yakinmasi
ile bagvuran ve mandibula osteomiyeliti tanisi alarak, klinigimizde tedavi edilen, osteopetrozisli 10 yaginda
bir kiz ¢ocugu literatiir bilgileri 1s151nda sunulmus ve benzer hastalarin tedavi planlamasinda dikkat edil-
mesi gereken noktalarin vurgulanmas: amaglanmigtir. Hasta yakinindan bu ¢aligma icin onam alinmugtar.

Olgu Sunumu

On yagindaki kiz hasta yaklagik iki aydir var olan sol alt ¢ene siglii yakinmas: ile bagvurdu (Resim 1).
Oykiisiinden hastanin iki aylikken klinik bulgular1 ile osteopetrozis tanisi almis oldugu 6grenildi. Hasta-
nin anemisi, hepatosplenomegalisi ve sag gézde tam gérme kaybi mevcuttu. Dis ¢cekimi ya da enfeksiyon
oykiisti olmayan hastanin oral kavite bakisinda dislerde eksik ya da enfeksiyon ile uyumlu bulgu saptan-
mazken, solda bukkal mukozanin mediale itilmis oldugu goriildi. Alt ¢ene solundaki siglik ise tragusun
6ninden angulus mandibulaya kadar uzanmaktaydi ve dokunmakla sert ve hassas idi. Otoskopide bilateral
timpanik membranlar mat gbzlenirken yapilan odiyolojik incelemelerde bilateral iletim tipi isitme kaybi
saptandi. Hastanin ekstremite direkt grafilerinde osteopetrozis ile uyumlu artmug diffiz skleroz ve eski
fraktirlere ait goriinim izlendi. Maksillofasiyal manyetik rezonans goriintiilemede ise solda mandibula
ramusunda sinyal artis1 ve ¢evre yumusak dokuda kontrastlanma izlendi (Resim 2). CRP diizeyi 54,1
mg/L olarak saptanan hastada 6n planda osteomiyelit disiniildi ve hastaya intravendz seftriakson (100
mg/kg/g) ve metronidazol (30 mg/kg/g) baslandi. CRP diizeyinde azalma (20,6 mg/L) izlendi. Olas: ne-
oplastik bir kitlenin ekarte edilmesi amaciyla ameliyathane sartlarinda gerceklestirilen mandibula kemik
kiiretaj: ile elde edilen dokunun histopatolojik ve mikrobiyolojik incelemesi yapildi. Histopatolojik ince-
lemede timére rastlanmazken, kiltir érneklerinde Streptococus constellaris ve Abiotrophia tiremesi sonucu
hastanin tedavisine 10 giin siire ile intravenoz vankomisin (40 mg/kg/g) eklendi. Tedavisinin 20. giintinde
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Resim 2. MRG aksiyel kesitinde sol mandibula korpusu diizeyinde

yumusak dokuda izlenen kontrastlanma

genel anestezi altinda mandibuladaki osteomiyelitli kisma deb-
ridman uyguland: (Resim 3). Anemisi nedeni ile hastaya iki tini-
te eritrosit sispansiyonu transfiize edildi. Antibiyoterapisi dort
hafta sirdiirilen hastada tam regresyon saglandi. Hastanin 12
aylik izleminde herhangi bir sorunla karsilagilmad.

Tartigsma

Osteopetroziste osteoklast yetersizligi ve bozulmus kemik re-
zorbsiyonu kemik dansitesinin artmasiyla sonuglanir. Anormal
kemik gelisimi nedeniyle ortaya ¢ikan kemik iligi baskilanmasi-
na bagli pansitopeni sonucu sepsise bile neden olabilecek ciddi
enfeksiyonlarin geligebilecegi bilinmektedir (1). Osteomiyelit bu
enfeksiyonlardan biri olup maksilla ve mandibula tipik yerlesim
bolgelerindendir ve tedaviye oldukea direnglidir (4). Bunun ne-
deni azalmig kan akimi ve eglik eden nétropeni ya da hastamizda
oldugu gibi anemidir (5).

Osteomiyelit kemikte mediiller kavite, korteks, periost ve yu-
musak dokuyu tutabilen bir enfeksiyondur (6). Maksilla ince
kortikal kemik yapis: ve zengin kollateral kan akimi nedeni ile
mandibulaya gore daha nadir olarak etkilenir (3). Kirik olugumu
sonrasi gorilebilirse de, osteopetrozisli hastalarda mandibula os-

Durmusoglu et al. Mandibular Osteomyelitis in Osteopetrosis  QQ

Resim 3. Transoral yaklagimla gerceklestirilen mandibiila kiiretaji

teomiyeliti genelde odontojenik enfeksiyonlar sonras: gelisir ve
polimikrobiyaldir (7, 8). En sik etken olan mikroorganizmalar
Bacteroides, Peptostreptococcus ve microaerophilic Streptococcus spp.
olarak bilinmektedir (9). Tedavinin basari ile sonuglandigin: bil-
diren yayinlar az sayidadir ve ¢ogu olguda tablo tedaviye ragmen
stirmektedir (10). Bu nedenle osteopetrozisli hastalar i¢in oral
hijyen ve bakim olduk¢a 6nemlidir ve asemptomatik hastalarda
bile uygulanmalidir (11). Yine olgularin mandibula ya da mak-
silla osteomiyeliti gelismeden 6nce koruyucu dis tedavisine yon-
lendirilmesi bu riski azaltmak a¢isindan 6nemlidir.

Mandibula osteomiyelitinde, kemik destriiksiyonunun ilerleme-
sini 6nleme amaciyla hizli miidahale gerekir. Bu amagla énce-
likle enfekte alana debridman uygulanir. Debridman sirasinda
immun yanitin ve medikal tedavinin etkin olabilmesi i¢in re-
perfiizyonun saglanmast amact ile mutlak olarak enflame man-
dibula periostu uzaklagtirilmalidir (12). Penisilin, klindamisin,
linkomisin, vankomisin, metronidazol, sefalosporinler ve floro-
kinolonlar medikal tedavide tercih edilen antibiyotiklerdir (12).
Direncli olgularin tedavisinde etkilenen mandibula segmentinin
cerrahi rezeksiyonu ve hiperbarik O, uygulamasi en iyi tedavi
secenekleridir (3, 5, 13). Ancak mandibula segmenter rezeksi-
yonu sonrast normalde stk kullanilan serbest kemik grefti ile
rekonstriiksiyon, bu olgularda zaten az olan kan akimi nedeni
ile onerilmez (5, 14). Hiperbarik oksijen tedavisinin direngli
olgularda yara iyilesmesini, antibiyotik etkinligini, fibroblast ve
16kosit aktivitesini artirdigs kanitlanmigtir (15). Hastamizda uy-
gulanan medikal tedavi ve cerrahi debridman sonucu iyi yanit
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alinmas: dogrultusunda segmenter rezeksiyon ve hiperbarik O,
tedavisine gerek kalmamustir.

Sonug

Osteopetrozisli hastalarda mandibula osteomiyelitinden korun-
ma, tedavinin zorlugu nedeni ile 6nem arz etmektedir. Segmen-
ter rezeksiyon digiinilmeden 6nce verilebilecek en etkin anti-
biyoterapi baglanmali, debridman uygulanmali ve hiperbarik O,
tedavisi akilda tutulmalidir.
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