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CASO CLINICO

DISFAGIA POR OSTEOFITO CERVICAL GIGANTE
EN LA ENFERMEDAD DE FORESTIER
DYSPHAGIA CAUSED BY A GYANT CERVICAL OSTEOPHYTE
IN THE FORESTIER DISEASE

Martinez Guisado P*, Balderrama Caballero D H*, Montero Garcia C*, Carrefo Sanchez J*, Guerrero Alonso C*,
Garcia Diaz M**, Polo Ostériz M A***

RESUMEN:

La enfermedad de Forestier se caracteriza por la osificacién del ligamento longitudinal anterior a nivel de la cara ventral de los cuerpos vertebrales.
Se presenta el caso de un paciente de sefenta y tres afios con disfagia progresiva a sélides al que se le descubre un abombamiento éseo de la cara pos-

terior de la hipofaringe durante una endoscopia digestiva.

Se realiza una revision de la literatura al respecto, discutiéndose los aspectos clinicos, diagnésticos y ferapéuticos mas interesantes de esta enfermedad.

PALABRAS CLAVE: Enfermedad de Forestier. Hiperostosis esqueléTi&;u difusa idiopatica (HEDI). Disfagia. Osteofitos cervicales.

SUMMARY:

Forestier's disease is characterized by the formation of vertebral bridges which joint the ventral aspect of the vertebral bodies by ossification of the ante-

rior vertebral longitudinal ligament.

We report the case of a 73-yearold man who had progressive difficulty in swallowing solids. Gastrointestinal endoscopy revealed a bony mass in the

hypaphorynx,

The literature is reviewed and the pathogenic criteria, diagnosis, and therapy are discussed.
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INTRODUCCION

La hiperostosis anquilosante espinal senil fue
descrita por primera vez como tal en 1950 por
JACQUES FORESTIER Y ROTES-QUEROL como
una enfermedad que afecta a la columna ver-
tebral mediante la osificacién y calcificacién
del ligamento vertebral longitudinal anterior
que forma puentes éseos entre las superficies
mas anteriores de los cuerpos vertebrales.

*

i Unidad de Reumatologia. Comp. H. Llerena-Zafra. SES. Badajoz. Espaiia.

En la actualidad, debido a que no se cir-
cunscribe Onicamente a la columna y puede
afectar a otras localizaciones del aparato loco-
motor, con formacién de hueso yuxtacortical en
los lugares de insercion de ligamentos, ten-
dones y cdpsulas articulares, se la conoce
como hiperostosis esquelética difusa idiopética
(HEDI), término acufiado por RESNICK y acep-
tado por la Asociacién Americana de Reuma-
tologia'®.

Servicio de Oforrinolaringologia y Patologia CérvicoFacial. Complejo Hospitalario Llerena-Zafra. Servicio Exiremefio de Salud (SES). Badajoz. Espaiia.
¥ Servicio de Aparato Digestivo. Comp. H. Llerena-Zafra. SES. Badajoz. Espafia.

93




MARTINEZ GUISADO P, BALDERRAMA CABALLERO D H, MONTERO GARCIA C, CARRETO SANCHEZ J,
GUERRERO ALONSO C, GARCIA DIAZ M, POLO OSTARIZ M A

Aunque se trata de una enfermedad relati-
vamente frecuente en personas de mediana
edad, su afectacién cervical rara vez ocasiona
sintomatologia que llegue mas alla de la
propia rigidez vertebral del cuello, a diferencia
del caso presentado dénde la disfagia progre-
siva ocasionada por la comprensién extrinseca
de un gran osteofito cervical era el sintoma
principal®’.

Esta inusual forma de evolucién, unido al
gran tamafo alcanzado por el osteofito que
requirié ser intervenido quirrgicamente y la
resolucion de las imagenes con las que se doc-
umentd el proceso nos animé a revisar el tema
y a su presentacion.

CASO CLINICO

Paciente de 73 anos de edad, estudiado en
consultas, por rigidez vertebral, cervicalgia y
desequilibrio crénico de afios de evolucién,
diagnosticado de hiperostosis esquelética di-
fusa idiopdtica, en tratamiento con analgésicos
y rehabilitacién, que acude a urgencias por
disfagia alta progresiva a sélidos de un mes de
evolucién, pérdida de peso, astenia y anorex-
ia.

Entre sus antecedentes personales destaca
estar en fratamiento antiparkinsoniano con do-
paminérgicos y antidiabéticos orales por dia-
betes mellitus no insulinodependiente.

Remitido para la realizacién de una endos-
copia digestiva con anestesia local, se observa
la existencia de un abombamiento en la cara
posterior de la hipofaringe que obliga a angu-
lar anormalmente el endoscopio para intro-
ducirse en la boca de Killian, constatdndose el
colapso de los primeros cms del eséfago.

Ante la sospecha de dicha comprensién
extrinseca proximal, se realiza la exploracién
ORL de urgencia, apreciandose en la laringos-
copia la protusién submucosa de la pared
faringea posterior, dura a la palpacién, sobre
el vestibulo laringeo.

La radiografia lateral cervical demostré la
existencia de un gran osteofito vertebral anteri-
or a nivel de C4-C5 que obliteraba la unién
faringoesofagica, fusionando los cuerpos ver-
tebrales mediante la calcificacién del ligamen-
to vertebral longitudinal anterior, preservando
la altura de los cuerpos vertebrales y los espa-
cios discales, con osificacién del ligamento
estilohioideo (Figura 1).

FIGURA 1: RADIOGRAFIA LATERAL CERVICAL.
GRAN OSTEOFITO CERVICAL C4-C5.

En la radiografia de térax posteroanterior y
lateral también son visibles osteofitos en ambas
articulaciones escapulo-humerales y acromio-
claviculares, asi como imdgenes que sugieren
la existencia de calcificaciones en los tejidos
periarticulares.

A nivel lumbar, presenta también, en menor
medida, hiperostosis cortical a lo largo de la
cara anterior de los cuerpos vertebrales y osteo-
fitosis vertebral posterior.

La proliferacién ésea en inserciones de liga-
mentos en cresta iliaca, tuberosidad isquidtica,
trocénter, acetébulo, margen superior del pubis
y calcéneo, unido a la normalidad de las articu-
laciones sacroiliacas, completaban retrospecti-
vamente el estudio reumatolégico realizado.

Ingresado para continuar el estudio, se le
realiza un trénsito faringoesofdgico baritado,
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dénde se demuestra la comprensién extrinseca
de la unién faringoesofégica por dicho osteofito
que dificulta el paso del contraste; asi como otra
comprensién exirinseca, de menor intensidad,
en el fercio superior del eséfago fordcico coinci-
diendo con los segmentos T2-T3 (Figura 2).

FIGURA 2: TRANSITO FARINGOESOFAGICO BARITADO.
OBSERVESE EL GRADO DE ESTENOSIS
AL PASO DEL CONTRASTE Y LA COMPRESION
POR EL OSTEOFITO CERVICAL.

Los cortes axiales de TAC realizados a nivel
cervical y toracico confirman la existencia y ex-
tension de los osteofitos, decidiéndose la resec-
cién quirdrgica del gran osteofito cervical que
impedia la alimentacién del paciente (Figuras
3y 4).

El estudio funcional realizado posteriormen-
te mediante manometria esofagica del esfinter
esofagico superior (EES), del cuerpo y del esfin-
ter esofdgico inferior (EEl), pone de manifiesto,
al valorar la presién en reposo y el comporta-
miento dinémico, la existencia de incoordinacién
faringoesofagica con relajacién precoz del

FIGURA 3: TAC CERVICAL, CORTE AXIAL
A NIVEL DEL OSTEOFITO, DONDE SE APRECIA
SU RELACION ANATOMICA CON LA LARINGE
Y EL BLOQUEO DEL SENO PIRIFORME
Y DEL ESPACIO RETROCRICOIDEO.

FIGURA 4: TAC TORAX, CORTE AXIAL T2.
COMPRESION ESOFAGICA POR OSTEOFITO DORSAL.

EES respecto a la contraccién faringea, con un
EEI hipotenso (6 mmHg en reposo) de escasa
capacidad esfinteriana.

La existencia de hernia de hiato complicada
con un anillo fibroso incompleto de Schaztky
por reflujo gastroesofagico que permite el paso
del endoscopio y una gastritis aguda erosiva,
secundaria a AINES, completaban el cuadro
asociado.

95




MARTINEZ GUISADO P, BALDERRAMA CABALLERO D H, MONTERO GARCIA C, CARRETO SANCHEZ J,
GUERRERO ALONSO C, GARCIA DIAZ M, POLO OSTARIZ M A

A pesar del éxito de la intervencion, en la
que se eliminé completamente el obstéculo cer-
vical, el paciente continGa en la actualidad, en
menor medida, con algunas alteraciones deglu-
torias, previsiblemente ocasionadas por dichos
trastornos motores esofagicos y por la compre-
sion del osteofito tordcico, quizas unidos a la
fibrosis periesofégica desarrollada después de
la cirugia de reseccién (Figura 5y 6).

FIGURA 5: RADIOGRAFIA LATERAL CERVICAL.
RESULTADO DESPUES DE LA CIRUGIA DE RESECCION.

FIGURA 6: TAC CERVICAL, CORTE AXIAL. |
RESULTADO DESPUES DE LA CIRUGIA DE RESECCION.

DISCUSION

La Hiperostosis Esquelética Difusa Idiopética
(HEDI) es una enfermedad relativamente fre-
cuente que afecta a més del 5-6% de la pobla-
cién mayor de cincuenta afios, aunque se ha
encontrado, en ofras series, hasta en el 12%
de los casos en que se realizaron autopsias de
rutina.

Predomina en el sexo masculino sobre el
femenino en una proporcién de 2:1 y se incre-
menta su incidencia de forma importante a par-
tir de la sexta década de la vida, con sélo un
caso descrito en un paciente de cuarenta y tres
anos de edad®’.

Lla etiopatogenia continua siendo descono-
cida y en ella se han implicado factores endo-
crinos metabdlicos por su asociacién con dia-
betes mellitus, intolerancia a la glucosa, obesi-
dad, hipertensién arterial e hipervitaminosis A,
relacionandolos con la capacidad osteoforma-
tiva del retinol y la insulina.

Sin embargo, las alteraciones del metabolis-
mo glucidico, lipidico o de la vitamina A, toda-
via no se han podido demostrar en los estudios
realizados en estos pacientes® .

La aparicién de osteofitos producidos por
microfracturas de la lémina ésea prevertebral a
nivel de la articulacién, con formacién de cal-
los 6seos hipertréficos por la ausencia de inmo-
vilizacién, también se ha postulado como me-
canismo fisiopatolégico, principalmente, en los
grandes osteofitos cervicales’.

El proceso patolégico consiste en un aumen-
to de la masa dsea por unidad de volumen en
diferentes dreas corporales, con osificacion del
periostio, sobre todo en las inserciones 6seas
de ligamentos y tendones que ocasiona dismi-
nucién de movilidad de la zona afectada, lle-
gando en los estadios avanzados a una inten-
sa calcificacién del ligamento vertebral comin
anterior® *7.

Aunque afecta difusamente a ofras partes
del aparato locomotor, como olécranon, rétula,
calcaneo y pelvis*’, su localizacién espinal
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mas frecuente es a nivel dorsal y cervical bajg,
en los puntos de méxima movilidad® 7.

De este modo, FORESTIER y col. encontra-
ron afectacién cervical inferior en un 76% de
los pacientes, mientras que en ofras series,
como la de GAMACHE vy col. la afectacién C5-
Cé se da en un 75%, la de C3 en un 49%, la
de C2 en un 39% y la de C1 en sélo un 10%
de los casos®.

En la mayor parte de las series publicadas
casi todos los autores lo describen como un pro-
ceso asinfomdtico que constituye muchas veces
un hallazgo casual radiogréfico; no obstante,
los sintomas de presentacién mas frecuentes
varian desde la inicial rigidez matutina cervical
(50%) con dorsalgias (70%) y limitacién de los
movimientos de extensién, hasta ofros sintomas
menos frecuentes, como disfagia, odinofagia,
pérdida de peso, sensacién de cuerpo extrafio,
disfonia, tos crénica, estridor, disnea, aspiracién
laringea, algias reflejas en miembros superio-
res, sindrome de Horner por afectacién del sim-
pdtico cervical, pardlisis recurrencial, mielopa-
tia cervical y sindrome de apnea obstructiva del
sueno, en los casos mas evolucionados?’.

la disfagia, relacionada por primera vez
con la osteofitosis cervical por ZAHN en 1905
y publicado por MOSHER en 1926, es el sin-
toma relativamente més frecuente ajeno al apa-
rato locomotor, encontrdndose segiin RESNICK
entre el 17 y 28% de los pacientes.

El mecanismo de produccién, bien sea por
compresién mecdnica directa del osteofito, por
compresién en el espacio retrocricoideo de an-
claje del eséfago, por alteracién en la funcién
deglutoria de la epiglotis, por inflamacion y
fibrosis periesofagica, por espasmo reflejo cri-
cofaringeo o bien por la combinacién de estos
factores, se discute aun en la actualidad #*7°.

La disfonia originada por masas éseas pro-
truyentes ya habia sido descrita inicialmente
por HECK en casos de discopatia degenerativa
y artritis y, posteriormente, relacionada por otros
autores con la HEDI, quienes indican como
causa de la misma el roce continuo de los

aritenoides con el osteofito cervical y su poste-
rior infeccién articular®; aunque estén descritos
casos de pardlisis de cuerdas vocales con fija-
cién de la misma en posicion paramediana por
afectacién recurrencial, posiblemente por fibro-
sis reactiva y edema perineural.

Cuando dicha afectacion del nervio recur-
rente es bilateral o el osteofito comprime direc-
tamente la via respiratoria se han comunicado
casos mas raros de disnea aguda y estridor
que precisaron traqueotomia de urgencia®”.

El diagnéstico diferencial de la HEDI con o-
tras enfermedades de afectacién vertebral co-
mo la espondilitis anquilosante y discopatias de-
generativas, debe hacerse en base a los tres
criterios radiogréficos establecidos por RESNICK
en 1978:

1 Osificacion sobre la cara anterolateral de

cuatro o mds cuerpos vertebrales contiguos.

2 Preservacion de la altura de los discos in-

tervertebrales sin cambios degenerativos
de los mismos.

3 Ausencia de anquilosis ésea intraarticular

en las articulaciones sacroiliacas y apofi-
sarias”’.

El esofagograma con bario nos permite des-
cartar ofras causas mas frecuentes de disfagia
tras el estudio radiolégico simple de la colum-
na vertebral, sobre todo alteraciones motoras
esofdgicas, tumoraciones del seno piriforme o
del drea posicricoidea®*’; en ocasiones com-
pletado con endoscopias digestivas altas no
siempre exentas de riesgo de perforacién®*’.

Aunque no es necesario el uso de la Tomo-
grafia Axial Computerizada para el diagnosti-
co, la mayoria de los autores la emplean como
método diagndstico de confirmacién, siendo
necesaria ademds para valorar una posible
cirugia de reseccién®”.

La Resonancia Magnética Nuclear apenas
afiade més informacién, salvo los casos en que
sea necesario valorar el canal medular o exista
sospecha de hernias discales asociadas®.

El tratamiento continua siendo controver-
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tido, defendiéndose inicialmente medidas con-
servadoras con dietas blandas, antiinflamato-
rios, miorelajantes y rehabilitacién, reservén-
dose el tratamiento quirlrgico para los casos
mas evolucionados en los que hayan fallado
las terapias anteriores con importante afecta-
cién de su calidad de vida, por dolor persis-
tente, disfonia severa, disnea aguda o, como
en nuestro caso, por disfagia e incapacidad
progresiva para la alimentacién.

De las tres vias de abordaje descritas: ante-
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