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Palabras clave Resumen

> Hiperostosis

La enfermedad de Forestier-Rotes-Querol cursa con la calcificacion y osificacion de ligamentos espinales

= |d'iOpé‘tica y entesis periféricas. Presentamos el caso de un paciente que ingreso para estudio de disfagia; en pruebas

> Disfagia de imagen se identificé osificacién hipertrofica del ligamento vertebral comun anterior, caracteristico de
enfermedad de Forestier. Tras andlisis de bibliografia existente revisamos dicha patologia, incidiendo en la
disfagia como forma atipica de debut y en los hallazgos radiolégicos observados.

Keywords Abstract

> Hyperostosis Forestier-Rotes-Querol disease consists in calcification and ossification of spinal ligaments and peripheral enthe-

& Idiopathic ses. We showcase a patient who was admitted for a dysphagia study; in imaging tests, hypertrophic ossification of

> Dysphagia

the anterior common vertebral ligament was identified, characteristic of Forestier disease. After analysis of existing

literature, we reviewed this topic, focusing on dysphagia as an atypical debut and on the radiological findings

observed.

Puntos destacados

> La enfermedad de Forestier-Rotes-Querol es una complicacion infre-
cuente a tener en cuenta en el diagnostico diferencial de la disfagia.

> Mediante una correcta anamnesis y exploracion de la movilidad de la
columna, asi como la realizacion de pruebas de imagen, se puede alcan-
zar el diagndstico.

Introduccion

La enfermedad de Forestier-Rotes-Querol o hiperostosis esquelética idiopatica
difusa es una patologia no inflamatoria de etiopatogenia todavia no aclara-
da', caracterizada por la calcificacién y osificacién de ligamentos espinales y
de entesis periférica’. Puede ser asintomatica en algunos casos, en caso con-
trario los sintomas mas frecuentes son el dolor y la restriccion de movilidad a
nivel de columna vertebral, o sintomas radiculares®, no obstante, también se ha
descrito otra sintomatologia menos frecuente como la obstruccién de las vias
respiratorias o disfagia por afectacion de estructuras adyacentes y la mielopatia
secundaria a calcificacion del ligamento vertebral comun posterior*. Es mas
comun en varones y su incidencia aumenta con la edad, siendo del 10,1% en
varones mayores de 70 afios frente a un 6,8% en mujeres en ese mismo rango
de edad, incluyendo casos asintométicos.
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Caso clinico

Antecedentes

Varén de 85 afos con antecedentes de EPOC que ingreso por episodio de dis-
nea secundaria a broncoaspiracion en el seno de un atragantamiento. En la
anamnesis al ingreso el paciente referia disfagia a sélidos de meses de evolu-
cion, sin alteraciones en la masticacién, que habia ido empeorando de forma
progresiva, teniendo que adaptar la textura de los alimentos hasta precisar
dieta turmix, inicialmente con buena tolerancia, aunque progresivamente con
empeoramiento de la misma y ocasionalmente presentaba alguna regurgita-
cion. Negaba disfonia, astenia, anorexia o pérdida de peso. Referia cervicalgia
ocasional y dificultad para la movilizacién de la columna cervical, aunque no
habia consultado por la misma. No presentaba otra clinica significativa de inte-
rés en la anamnesis por aparatos.

Exploracién fisica
A la exploraciéon general el paciente se encontraba disneico y precisaba oxi-

geno (O,) suplementario en gafas nasales a 4 litros por minuto para mante-
ner saturacion entre 90-92%. Destacaba abundante sialorrea, sin objetivarse
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cuerpos extranos a nivel orofaringeo. Los reflejos nauseoso y palatino estaban
presentes. No presentaba adenopatias ni masas palpables cervicales. En la aus-
cultacion pulmonar presentaba abundantes ruidos de secreciones y roncus
dispersos. En la exploracion del aparato locomotor destacaba una disminucién
marcada de la movilidad de la columna cervical, sobre todo a la flexo-exten-
sién, que no constaba haber sido valorada previamente.

Pruebas complementarias
Se inici6 estudio del cuadro con una gastroscopia (figura 1) en la que se objetivd

importante edema a nivel de la faringe que afectaba también a area epigléticay un
area de mucosa rigida y edematosa que dificultaba la entrada al eséfago.

VIA AEREA

SENO PIRIFORME

AREA RIGIDA

Figura 1. Gastroscopia.

Se continud con estudios radiolégicos, inicialmente con una radiografia de té-
rax en la que no se objetivaron hallazgos significativos y de columna cervical
APy lateral, objetivdndose importantes cambios de degeneracién artrésica y
osteofitos, que no pudo compararse con otras al no tener el paciente radiogra-
fias cervicales previas. Ante los hallazgos observados en dichas pruebas, se so-
licitd una tomografia computarizada (prueba gold standard) de columna cervi-
cal, objetivandose una osificacion hipertrofica del ligamento vertebral comun
anterior que protruia la pared posterior de la oro-hipofaringe, responsable de
la clinica del paciente (figura 2A). En la figura 2B se objetiva una reconstruc-
cion tridimensional de dichas alteraciones.

Se realizé estudio anatomopatolédgico de la zona edematosa de la faringe (tras
obtenerse una muestra de dicha zona al realizarse la gastroscopia) objetivan-
dose inflamacién crénica no eosinofilica y ausencia de células neoplasicas.

Diagnostico

Ante estos hallazgos, fue diagnosticado de Enfermedad de Forestier-Rotes-
Querol.

Evolucion

Ante los hallazgos observados, se instaurd tratamiento corticoideo, antibidtico,
antirreflujo y postural, y dada la severidad del cuadro se plante¢ al paciente la
posibilidad de tratamiento quirdrgico, que aceptd previa explicacion de ries-
gos y beneficios de la intervencion. Fue derivado al Servicio de Neurocirugia
de otro centro para intervencion quirdrgica. Tras intubacion dificil que precisd
de fibroscopio se realizé osteofitectomia anterior con escoplo y fresa, compro-
bandose el resultado mediante radiografia intraoperatoria.

El paciente pudo ser extubado de forma diferida. Fue alimentado mediante
sonda naso-géstrica durante los primeros difas, pero pudo retirarse poste-
riormente sin incidencias. Todavia persistia cierta disfagia para sélidos por
lo que el paciente se alimentaba exclusivamente de dieta turmix y se pautd
tratamiento con prednisona a dosis descendente y tratamiento con antiin-
flamatorios.

Discusion

Se han descrito en la literatura diferentes casos o series de casos de enferme-
dad de Forrestier-Rotes-Querol asintomatica (descubierta incidentalmente en
pruebas de imagen), o que cursan con dolor o rigidez a nivel de la columna
vertebral (frecuentemente a nivel dorsal y cervical)¥; no obstante, son menos
los casos descritos con otra clinica como forma de debut como disfagia?®, o
disnea®.

En este caso se describe un paciente con disfagia, una forma infrecuente de
debut de la Enfermedad de Forrestier-Rotes-Querol, aunque descrita.

.

Figura 2. (A) Tomografia computarizada de columna cervical. (B) Reconstruccion tridimensional.
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En el diagndstico diferencial de esta patologia debemos incluir la espondilitis
anquilosante, la acromegalia, la osteoartropatia hipertrofica y fluorosis cronica
entre otras. Cuando existe disfagia, se debe incluir ademas un estudio diges-
tivo endoscopico para descartar otras etiologfas de la misma como la tumoral,
estenosis pépticas, infecciosas o compresion extrinseca por bocio, linfomas u
otros tumores’.

Su diagnostico es principalmente radioldgico con pruebas de imagen como la
radiografia convencional o el TAC (prueba gold standard), donde se identifica
calcificacion de ligamentos paravertebrales y entesis periféricas®. Concreta-
mente, la osificacion hipertréfica del ligamento vertebral comun anterior es
responsable de clinica habitual como rigidez o dolor y menos habitual como
disfagia o disfonfa.

En casos paucisintomaticos sospechosos puede ser Util la busqueda de calcifi-
caciones andmalas en las entesis de cualquier localizacion.

En la tabla 1 se describen los criterios diagndsticos de Resnick, todavia vigen-
tes para el diagnéstico de la enfermedad de Forestier-Rotes-Querol.

1. Calcificacién y osificacion a lo largo de la cara anterolateral de al menos
cuatro cuerpos vertebrales contiguos con o sin excrecencias asociadas
en las uniones entre el cuerpo vertebral y el disco intervertebral.

2. Preservacion relativa de la altura del disco intervertebral en el
segmento vertebral afectado y la ausencia de cambios radiogréficos
de enfermedad discal «degenerativa», incluidos fenémenos de vacio y
esclerosis marginal del cuerpo vertebral.

3. Ausencia de anquilosis ¢sea de la articulacion apofisaria y erosion,
esclerosis o fusion dsea intraarticular de la articulacion sacroiliaca.

Tabla 1. Criterios diagnosticos de Resnick.
Tomado y modificado de Resnick et al®

El manejo de esta patologia suele ser conservador con dieta turmix, cortico-
terapia, antiinflamatorios no esteroideos, y relajantes musculares puesto que,
ademas del obstaculo mecanico per se, casi siempre se aprecia un cierto com-
ponente inflamatorio del tejido perilesional que puede mejorar con dicho
tratamiento’. La intervencion quirdrgica constituye la alternativa ultima para
casos severos de disfagia severa o refractarios a manejo conservador?.

Conclusiones

Aunque esta complicacion no sea frecuente, la Enfermedad de Forestier-Rotes
Querol es una entidad a tener en cuenta en el diagnéstico diferencial de la
disfagia*®. Mediante una correcta anamnesis y exploracion de la movilidad de
la columna, asi como la realizacion de pruebas de imagen, se puede alcanzar
el diagnostico.
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