Atatiirk Univ. Dis Hek. Fak. Derg.
J Dent Fac Atatiirk Uni
Supplement: 15, Yil: 2016, Sayfa: 1-4

Olgu Sunumu/ Case Report

MANDIBULADA iZLENEN SAPHO SENDROMU: OLGU SUNUMU
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6z

SAPHO sendromu, nedeni bilinmeyen, nadir gorilen
sinovit, akne, pustiiloz, hiperostoz ve osteit bulgulari
ile karakterize bir hastaliktir. Bu sendromda kemik,
eklem ve deri tutulumu meydana gelebilir. Kemik
lezyonlarinin hedef bolgesi siklikla gégiis 6n duvari,
klavikulalar, sternum ve sternoklavikiiler eklemlerdir
(yaklagik %70-90). Mandibulada (yaklasik %10)
nadiren ortaya c¢ikar. Bu makalede SAPHO sendromlu
bir olgunun Klinik, radyografik bulgulari ve tedavisi
sunulmaktadir.

Anahtar kelimeler: mandibula, SAPHO sendromu,

ABSTRACT

SAPHO syndrome is a rare disorder of unknown
etiology, characterized by synovitis, acne, pustulosis,
hyperostosis and osteitis. Bone, joint and skin
involvement can occur in this syndrome. The most
common target sites of bone lesions are the anterior
chest wall, the clavicles, sternum, and sternoclavicular
joints (approximately %70-90). It rarely seen in the
mandible (approximately 10%). This report presents
clinical and radiographic findings and also treatment
in a case of SAPHO syndrome.
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GIRiS

SAPHO sendromu, sinovit, akne, pustiloz,
hiperostoz ve osteit bulgulariyla karakterize, kemik,
eklem ve deri tutulumuyla seyreden, kronik bir
hastaliktir. ilk kez Chamot ve arkadaslar® tarafindan
1987 wyilinda tanimlanan, etiyolojisi tam olarak
bilinmeyen bu sendrom, klinik seyri ve takibi esnasinda
teshis edilir. En sik sternum, kosta ve klavikulalarda
hiperostoz, genisleme ve g6gis 6n duvar tutulumu
goralur. Mandibulada nadiren ortaya cikar ve
tekrarlayan agri, pirilan olmayan sislik ve trismus gibi
sikayetlere neden olur.?

Bu olgu sunumunun amaci, SAPHO sendromu
tanisi konulan 20 yasindaki bir kadin hastanin, klinik,
radyografik bulgular ve tedavisini degerlendirmektir.

OLGU SUNUMU

20 yasindaki kadin hasta, Gazi Universitesi Dis
Hekimligi Fakiiltesi Agiz, Dis ve Cene Radyolojisi
Anabilim Dal'na Nisan 2013 tarihinde yiziinin sag
tarafindaki agr ve sislik sikayetiyle bagvurdu. Medikal
anamnezde herhangi bir sistemik hastaliginin olmadig
ogrenildi. Hasta, iki yil 6nce sag cenesinde olusan
sisligin akneden kaynaklandigini distiniip dermatoloji
bolimine gittigini ve verilen ilaglar alerji yaptidi igin
kullanamadigini ifade etti. Hasta dermatolojiden yarar
gormedigini distinerek gittigi serbest dis hekiminin,
sislidin yirmi yas dislerinden kaynaklanabilecegini
belirterek, antibiyotik eslijinde 6 ay arayla 6nce sag,
sonra sol yirmi yas dislerini gektidini, sislik gegmeyince
de (iniversite hastanesine yonlendirdigini bildirdi.

Ekstraoral muayenede, ylizde asimetri, sag
tarafta daha fazla olmak Uzere yiizde akneler gozlendi
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(Resim 1). Intraoral muayenede ise sag tarafta sislige
neden olabilecek bir patoloji izZlenmedi. Panoramik
radyografi incelemesinde sag korpus mandibulada
kortikal kemigi cevreleyen, sol tarafla karsilastirildigin-
da asimetriye neden olmus, kemik densitesinde radyo-
opasite mevcuttu (Resim 2). Konik isinli bilgisayarl
tomografi (KIBT) kesitlerinde sag mandibular korpusta
birinci premolar dis bdlgesinden angulus mandibulaya
dogru uzanan, mandibula korteksinin disinda, korteksi
cevreleyen hiperostozis izlendi. Hastada akne sonucu
meydana gelmis kronik osteomiyelite badli hiperostozis
gelistigi dusiindldi (Resim 3).

Resim 2. Hastanin ilk panoramik radyografi incelemesinde
izlenen, sag korpus mandibulada kortikal kemidi cevreleyen,
kemik densitesindeki radyoopasitenin goriintisu.

Resim 3. Hastanin (A) aksiyel ve (B) koronal KIBT kesitlerinde
sag mandibular korpusta birinci premolar dis bélgesinden
angulus mandibulaya dogru uzanan, mandibula korteksinin
disinda, korteksi gevreleyen, trabekiiler kemik densitesinde
izlenen hiperostozis goriintlsi

Hastanin enfeksiyon bulgular agisindan deger-
lendiriimesi igin enfeksiyon hastaliklari béliimine, ak-
neler igcin dermatoloji béliimine konsiilte edildi. Enfek-
siyon hastaliklari ile konsiltasyon sonucunda C-reaktif
protein (CRP) diizeyinin yiksek (CRP:0,85, Normal:0-
0,6) ve sedimentasyon hizinin (SH) normal sinirlarda
(SH:10, Normal:0-20) oldugu tespit edildi. Dermatolog
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tarafindan hastaya bir ay siireyle azitromisin grubu
(Azitro 500 mg tb, 1x1) oral antibiyotik ile eritromisin
ve benzoil peroksit iceren jel (Acnemix jel) regete
edildi. Anamnez bilgileri, klinik, radyografik bulgular ve
laboratuvar bulgulan sonucunda hastaya SAPHO
sendromu tanisi konuldu. Vicutta bagka tutulum olup
olmadigini incelemek igin hastadan kemik sintigrafisi
istendi (Resim 4). Sintigrafi sonucu, mandibuladaki
kronik osteomiyelit bulgusunu destekler nitelikteydi.
Dermatoloji tedavisi sonrasinda hastanin akneleri
onemli dlclide azaldi. Hasta, adiz, dis ve ¢ene cerrahisi
bolimiine konsiilte edildi ve sag mandibuladan insiz-
yonel biyopsi yapilmasi gerekli goérildi. Ancak hasta,
cerrahi girisimi reddetti. Bu nedenle hastaya uzun
sureli antibiyotik ve antiinflamatuar ilag tedavisi ile
birlikte, 40 seans hiperbarik oksijen tedavisi planlandi.
Hastaya alti ay stireyle kullanmasi igin rok- sitromisin
grubu antibiyotik (rulid 300 mg, 1x1) ve non-steroid
anti inflamatuar (xefo 8 mg, 1x1) ilag regete edildi.
Hasta, hiperbarik oksijen tedavisini iste- meyerek,
sadece regete edilen ilaglan kullandi ve dort haftalik
periyodlarda klinik muayene ve laboratuvar testleri
(CRP, SH ve karacider fonksiyon testleri) yapilarak alti
ay boyunca takip edildi. Alti ay sonunda hastanin agri
ve sislik sikayetleri 6nemli 6lglide azalmisti. Hasta, ilaci
kendi istediyle birakinca sikayetleri tekrarladi. Enfek-
siyon hastaliklari bolimiine tekrar konsiilte edilen
hastaya (g ay siireyle sodyum fusidat grubu antibi-
yotik (Stafine 500 mg, 3x1) regete edildi ve daha 6nce
planlanan 40 seans hiperbarik oksijen tedavisi uygu-
landi. Bunun sonucunda, sislik gerilemis olmakla bera-
ber, hasta estetik goriinii- miinden memnun degildi ve
istegi dogrultusunda estetik rehabilitas- yonu icin plas-
tik ve rekonstriktif cerrahi bolimine konsiilte edildi.
Cerrahi tedavi planlandi ve hastaya iki hafta siireyle
(ameliyat tari- hine kadar) kullanmasi igin moksi-
floksasin hidrokloriir recete edildi. Yapilan cerrahi
tedavi sonrasi iki hafta streyle amoksisilin+klavulanik
asit (Augmentin 1gr, 2x1) regete edildi. Cerrahi
tedaviden bir ay sonra kontrol edilen hastada sislik ve
mandibuladaki asimetri kaybolmustu (Resim 5 ve 6).

" Resim 4. Hastanin sintigrafik
goriintistinde sag mandibulada izlenen tutulum (siyah ok).
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Resim 6. Hastanin tedavi sonrasi panoramik radyografi
goriintiisu

TARTISMA

SAPHO sendromu, eriskinlerde en sik gogis 6n
duvan, klavikulalar, sternum ve sternoklavikuler
eklemler (%70-90), sakroiliak bélge (%40), omurga
(%33), mandibula (%10) ve pubik simfizde (%7)
goriilir. > Mandibuladaki olgularin ¢ogunlukla korpus
ve ramus mandibulada, daha az oranda temporo-
mandibuler eklem bdlgesinde izlendigi bildiriimek-
tedir.%” Bununla birlikte, hastaligin klinik bulgularinin
dedisken olmasi, uluslararasi kabul edilmis bir siniflan-
dirma ve tani kriterlerinin olmamasi nedeniyle bu
sendromun goriilme sikidiyla ilgili veriler yetersizdir.
Hayem ve arkadaslar® SAPHO sendromu gériilen 120
olguyu inceledikleri galismada, kadinlarda ve 30 yas
alti bireylerde daha sik izlendigini belirtmislerdir. Yabe
ve arkadaslari® ise 11 hastay! degerlendirdikleri calis-
mada orta yasl bireylerde hastalifin daha fazla gordil-
dugiinii gézlemlemislerdir. Bu olguda, 20 yasindaki bir
kadin hastaya SAPHO sendromu teghisi konuldu ve
mandibular korpus bélgesinde kronik osteomiyelite
bagli hiperostozis izlendi.

SAPHO sendromunun klinik bir tani oldugu ve
histopatolojik incelemeler de dahil tek bagina tani
koydurucu bir laboratuvar bulgusunun olmadigi
bildirilmektedir.* Ancak deri lezyonlarina eslik eden
karakteristik kemik ve/veya eklem patolojilerinin,
radyolojik ve sintigrafik olarak saptanmasinin tani igin
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yeterli oldugu kabul edilmektedir.*® KIBT, kemik
patolojilerinin i boyutlu goriintiilenmesine, kemik
sklerozlarinin ve kortikal ekspansiyonun dederlendi-
rimesine olanak saglar.!® Kemik sintigrafisi, SAPHO
sendromu tanisinda oldukga spesifiktir. Genellikle
bilateral ve simetrik olma edilimindeki lezyonlar, hasta-
hdin cok erken, asemptomatik oldugu dénemde sintig-
rafik olarak saptanabilmektedir. Radyolojik ve Kklinik
bulgulara ek olarak bu sintigrafik bulgularin saptan-
mas! durumunda, biyopsiye gerek kalmadan tani
konulabilecegi bildirilmektedir.® Osteomiyelitte klinik ve
radyografik dederlendirmenin yani sira, olgularin teshi-
si ve tedavinin takibinde spesifik olmamakla birlikte,
eritrosit sedimentasyon hizi ve CRP seviyelerinin
Olgiimi yardmcr laboratuvar testleridir. Bu olguda
tekrar eden aknelerle karakterize deri bulgulari, pano-
ramik radyografi ve KIBT goriintiilerinde sag man-
dibulada kronik osteomiyelite badli hiperostozis
mevcuttu. Vicudun baska bir yerinde tutulum olup
olmadigini  belirlemek icin elde edilen sintigrafi
sonucunda, sadece sag mandibular boélgede tutulum
oldugu tespit dildi. Ayni zamanda teghis ve tedavinin
takibi stirecinde 6nerilen laboratuvar testleri periyodik
olarak yapildi.

SAPHO sendromu igin genel kabul gérmdis bir
tedavi stratejisi yoktur. Farkli arastirmacilar tarafindan
farkli tedavi yontemleri 6nerilmistir. SAPHO sendro-
munun enfeksiy6z bir hastalik olmadigi disiiniilmesine
ragmen, antibiyotik tedavisinin, hastaligin semptom-
larinin giderilmesinde etkili oldugu goriilmektedir.? Bu
hastalarda, tetrasiklin, makrolid, klindamisin ve
roksitromisin  gibi gegsitli antibiyotikler, non-steroid
antiinflamatuar ilaglar ve hiperbarik oksijen tedavisi ile
konservatif tedavi uygulanabilir.®” Birgok calismada
uzun streli roksitromisin veya bifosfonat tedavisiyle
basarili sonuglar alindigi bildirilmistir.>!*2 Bifosfonat
kullanimi sonucunda osteonekroz gelisme  riski
nedeniyle roksitromisin daha giivenlidir.2 Ote yandan,
kortikosteroidler ve antiromatizmal ilaglarin da tedavi
amaciyla kullanilabilecedi belirtilmektedir.’®* Litera-
tirde, mandibulada izlenen SAPHO sendromlu olgu-
larda kombine roksitromisin ve non-steroid antiinfla-
matuar, kombine makrolid ve levofloksasin ile kombine
bifosfonat ve kortikosteroid grubu ilaglarin uzun sireli
kullaniimasi gibi birgok farkli tedaviler uygulanmig
olgular mevcuttur.>!>** Bununla birlikte, ilag tedavi-
siyle (makrolid ve non-steroid antiinflamatuar) kombi-
ne cerrahi ya da sadece cerrahi tedavinin uygulandigi
olgular da bildirilmigtir.* SAPHO sendromunun spesifik
bir tedavisi olmamakla birlikte, ¢ogu arastirmaci
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tarafindan uzun sireli antibiyotik ve/veya non-steroid
antiinflamatuar tedaviyle birlikte uygulanan hiperbarik
oksijen tedavisinin ilk tedavi secenedi olarak dikkate
alinmasi 6nerilmektedir.>®'**> Inatg olgularda bu
konservatif tedavi sonrasi cerrahi tedavi yapilabilir.
261415 By olguda, 6ncelikle konservatif yaklasimla,
uzun sureli antibiyotik ve non-steroid antiinflamatuar
ilaglarla birlikte hiperbarik oksijen tedavisi uygulandi.
Semptomlar geriledi, ancak hastanin estetik kaygilarini
gidermek igin cerrahi tedavi yapildi.

SAPHO sendromu nadir goérilmekle birlikte, dis
hekimlerinin bu hastaligin etiyolojisi, klinik ve radyog-
rafik bulgularinin  farkinda olmalan gerekir. Klinik
pratikte, erken teshis icin uzun streli sislikler ve tedavi
secenekleri dikkatlice dederlendirilmelidir. Hastaligin
optimal tedavi suresi ve ilag tedavisinin etkisinin
dederlendiriimesi icin daha fazla arastirma ve klinik
deneyime ihtiyag vardir.
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