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ABSTRACT

Sveer infektion i
mandiblen hos patient
med SAPHO-syndromet

Baggrund — Synovitis, Akne, Pustolose, Hy-
perostose og Osteitis syndromet (SAPHO) er
karakteriseret ved en raekke inflammatoriske
knogle-, led- og hudforandringer. Tilstanden
er vigtig at kende for tandleeger, idet de kli-
niske og radiologiske forandringer i mandiblen
kan forveksles med anden inflammatorisk
knoglesygdom.

Patienttilfselde — En 43-arig mand blev henvist
til Tand-, Mund- og Keaebekirurgisk afdeling,
Hillered Sygehus, med henblik p& behand-
ling af sveer infektion i mandiblen. Patienten
havde gennem leengere tid lidt af psoriasis og
haft pussekretion submandibuleert. Ortopan-
tomografisk undersogelse viste sekvestrering
af basis mandibulae, og knogleskintigrafi vis-
te aktivitetsophobning i mandiblen, hoften og
venstre ankel. Under deekke af hgjdosis anti-
biotisk behandling blev der i generel aneeste-
si udfert sekvestrektomi. Det postoperative
forlgb var komplikationsfrit.

Konklusion — Patienter med knogleheevelser i
sammenhang med anden knoglesmerte og/
eller kutane leesioner ber udredes Klinisk, ra-
diologisk og histologisk under tentativ diag-
nose SAPHO. Atiologien anses for benign
og inflammatorisk betinget, den funktionelle
prognose for patienterne er god, men be-
handlingen er i dag fortsat livslang.
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n 43-8rig mand blev henvist til Tand-, Mund- og

Keaebekirurgisk afdeling, Hillergd Sygehus, fra Qre-,

Nese- og Halsafdelingen samme sted med henblik

pa behandling af sver infektion i mandiblen. Patien-
ten var tidligere diagnosticeret med sver psykiatrisk sygdom,
men ellers generelt medicinsk sund. Han havde gennem leaen-
gere tid haft pussekretion submandibuleart, og ferst da sekre-
tionen blev sa kraftig, at det blev socialt belastende, gnskede
patienten henvisning til hospital mhp. behandling. Patienten
havde ikke tidligere veret undersggt af tandlaege for naerve-
rende symptomer.

Patienttilfelde
Der blev udfert klinisk undersggelse, som foruden fire sub-
mandibuleare fisteldbninger med aktivt pusflad viste psoriasis-
lignende hudforandringer. Ortopantomografisk undersggelse
viste sekvestrering af basis mandibulae, og knogleskintigrafi
viste aktivitetsophobning i mandiblen, hoften og venstre an-
kel. Under den tentative diagnose, osteomyelitis acuta, blev
patienten sat i hpjdosis antibiotisk behandling med Zinacef®
i.v. og metronidazol. Efterfplgende blev der i generel anzstesi
udfgrt sekvestrektomi med submandibuler adgang.

Det postoperative forlgb var komplikationsfrit, hvorefter pa-
tienten blev henvist til Bispebjerg Hospital, dermatologisk afde-
ling, med henblik p& behandling af svaer psoriasis.

Klinisk beskrivelse fra 2008

Anamnese
evneorp  Patienten klagede over jevnlig pusafgang fra un-
W derkaben, men ingen vasentlige smerter.
syndrome;

synovitis; acne; - Qhjektiv undersggelse

pustulosis; . o

b .. Patienten havde pa store dele af kroppen udbredt,
yperostosis;

osteomyelitis ~ men kun let infiltrerede skallende plak-psoriasis-
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Hudmanifestation Praeoperativ manifestation inden sekvestektomi

Fig. 1b. Ekstraorale fisteludgange med pus.

Fig. 1b. Extraoral fistulae containing pus.

hudforandringer (Fig. 1a). Der fandtes ingen postulose eller
akne.

Ekstraoralt — Let rgdmosset ydre med manifestationer af
psoriasis. Submentalt og submandibulert fandtes rgdme og
haevelse uden fluktuation samt multiple fistler med pusafgang
(Fig. 1b).

Intraoralt — Gabeevnen var indskranket til ca. 20 mm inter-
incisalt, hvilket besverliggjorde en sufficient objektiv under-

spgelse. Mundslimhinden vurderedes normal, og patienten
Fig. 1a. Psoriasismanifestationer pa overkroppen fer be-

: var fuldt betandet med et tandset praeget af megen caries. Der
handling.

blev observeret normale anatomiske forhold uden opdrivning

Fig. 1a. Trunkal psoriatic manifestations before treatment. af knoglen facialt eller lingvalt for tzenderne, som ikke udviste
abnorm mobilitet.

Przeoperativ ortopantomografisk undersggelse

Fig. 2. Rareficerende opklaringer og tydelig sekvestrering langs basis mandibulae regio 7- til -7, dog uden relation til odontologisk fokus.
Fig. 2. Radliolysis and sequestration at the mandibular base between the second molar regions without connection to any odontogenic focus.

®
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Knogleskintigrafi ved henvendelsen i 2008
|

Fig. 3. Der ses aktivitetsophobning i mandiblen, hofte og ven-
stre ankelregion.

Fig. 3. Scintigraphic increased activity in the mandible, hip
and left ankle.

Rontgen
Ortopantomografisk optagelse viste rareficerende forandrin-

ger svarende til basis mandibulae, og der sés tydelige tegn pa
sekvestrering af basis mandibulae uden tegn pé patologisk
fraktur (Fig. 2). Der blev ligeledes registreret cariesleesioner/
superficielt substanstab svarende til 6- og -7. -7 viste tillige en
let udvidelse af parodontalspalten uden relation til sekvestre-

Sekvestrektomi

Fig. 4a. Péan ses faestnet til sekvester.
Fig. 4a. Sequester fixated by clamp
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Fig. 4b. 3 cm stort sekvester udtaget fra basis mandibulae.
Fig. 4b. A sequestre three cm in size removed from the base
of the mandible.

Sekvestrektomi submentalt

Fig. 5. Status efter sekvestrektomi.
Fig. 5. Situation after sequestrectomy.

Submental cicatrice

Fig. 6. Submental cicatrice uden tegn pa recidiv 2 maneder
postoperativt.

Fig. 6. Submental scarring without any sign of relapse two
month postoperatively.
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ringen. Tilsvarende sés profunde carieslesioner med tilhgren-
de periapikal opklaring i 6+ og +6.

Knogleskintigrafi viste aktivitetsophobning i mandiblen,
hoften og venstre ankel (Fig. 3).

Mikrobiologi
Aspiration fra den submentale region viste ingen tegn pé hver-

ken aerob eller anaerob veakst.

Tentativ diagnose
Osteomyelitis i mandiblen med sekvesterdannelse.

Behandling
I generel anestesi blev der ved ekstraoral adgang foretaget

fjernelse af den sekvestrerede knogle samt sartoilette (Fig. 4a,
bog5). Der blev ikke fundet noget tandfokus, hvorfor der ikke
blev foretaget tandekstraktioner. I hele forlgbet var patienten
i antibiotisk behandling med Zinacef® i.v. og metronidazol.

Ligeledes gennemgik patienten sidelgbende et udrednings-
forlgb pd Rheumatologisk afdeling, Bispebjerg Hospital, med
henblik p& behandling af sin psoriasis. Patientens hudmanife-
stationer helede efter otte ugers behandling med Stelara®, som
er en injektionsvaeske, der administreres fire gange arligt, og
der sds opheling af knoglen og de kutane fistler uden tegn pé
recidiv i det submentale omréde (Fig. 6).

Followup

Patienten blev fulgt to méneder postoperativt i kontrolregi,
hvor man konstaterede regression af savel osteomyelitis som
psoriasis (Fig. 6-8). Patienten udeblev efterfplgende fra kon-

2 maneder postoperativt ortopantomografisk undersggelse
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KLINISK RELEVANS

Synovitis, Akne, Pustolose,
Hyperostose og Osteitis syn-
dromet (SAPHO) er karakte-
riseret ved en reekke inflam-
matoriske knogle-, led- og
hudforandringer. Antallet af
nye tilfeelde i Danmark er
ukendt. Sygdommen er vel-
kendt i den medicinske lit-
teratur, hvor det er blevet

anerkendt, at sveer infektion i
mandiblen kan veere en lokal
manifestation af SAPHO-syn-
dromet.

Da tandleegen ser patienter il
regelmaeessige undersogelser,
er det vigtigt at have kend-
skab til denne tilstand, idet
tidlig diagnostik og behandling
har betydning for prognosen.

troller og mgdte fgrst efter fem ar til kontrol, nu pa Tand-,
Mund- og Kaebekirurgisk Klinik, Rigshospitalet, og havde i
den mellemliggende periode ikke veeret kontrolleret af tand-
leege. Ved denne kontrol havde patienten ingen subjektive ge-
ner, og objektivt fandtes hverken ekstra- eller intraorale fistler
eller tegn pd anden akut infektion (Fig. 9). Patientens tand-
status var dog yderligere forvarret, og mange teender var eks-
traktionsmodne (Fig.10). Ortopantomogram og Cone Beam
CT-scanning viste apikal parodontitis -4,5 samt yderligere
erosion af basis mandibulae (Fig. 10 og 11). Psoriasismanife-
stationerne var under fortsat behandling med Stelara® med
godt resultat og uaendret fra to mdr.s kontrol.

Fig. 7. Her ses en mere ensartet knoglestruktur uden tegn pa yderligere sekvesterdannelse.
Fig. 7. This area shows a more normal bonestructure without sign of sequester formation.
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Hudmanifestation
|

Fig. 8. Psoriasismanifestationer pa overkroppen efter 2 mdr.s
behandling med Selara®.

Fig. 8. Trunkal psoriatic manifestations two months after tre-
atment using Stelara®.

Faktaboks

Kliniske tilstande, som indgér i SAPHO-syndromet
Synovitis: Synovitis betyder beteendelse i synovialismem-
branen (synovium) og manifesterer sig typisk som varme,
omhed, smerter, haevelse og stivhed af de involverede led
(gigt).

Akne: Akne er en hudlidelse bestaende af sma inflammere-
de omrader med pusdannelse i relation til harfolliklen. Akne
opstar oftest i ansigtet og pa evre rygregion.

Postulose: Postulose er en inflammatorisk hudsygdom,
som manifesterer sig som store veeskefyldte blister (pust-
ler), typisk pa handfladerne og/eller fodsalerne. Huden af-
skaller i disse omrader (eksfolierer).

Hyperostose: Hyperostose betyder unormal overdreven
veekst af knoglen. Ved SAPHO manifesterer hyperostose
sig typisk i regioner for senetilheeftning og generelt i bryst-
vaeggen.

Osteitis: Osteitis betyder betaendelse i knoglen. Ved dette
syndrom manifesterer det sig typisk som nakke- og ryg-
stivhed.
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Diskussion

Patofysiologien bag SAPHO syndromet er vanskelig at fast-
leegge. Syndromets osteoartikuleere manifestationer dakker
over et bredt spektrum af tilstande, og diagnosen stilles oftest
pé baggrund af eksklusion af andre tilstande (1-3).

Sével histologiske som mikrobiologiske fund kan veere non-
specifikke (4), og i aktuelle tilfalde viste de mikrobiologiske
prever ingen tegn pa anaerob eller aerobe bakteriefund, hvil-
ket muligvis skyldes, at der udelukkende blev podet fra opera-
tionsfeltet og ikke udtaget veev til dyrkning.

I herveerende patienttilfaelde viste knogleskintigrafien in-
tens knogleaktivitet i mandiblen, hoften samt venstre ankel,
men kun via supplerende kliniske undersggelser var det mu-
ligt at stille diagnosen SAPHO-syndrom.

Som fplge af de uspecifikke fund er samarbejdet mellem
kaebekirurger, radiologer, patologer, mikrobiologer og derma-
tologer vedrgrende denne patientgruppe helt afggrende.

Grundet det brede spektrum af kliniske manifestationer og
mangel pa validerede diagnostiske kriterier anses diagnostik
af SAPHO-syndromet at vaere underestimeret.

Tidlig diagnostik af SAPHO-syndromet er vigtigt for at
undga ungdvendige invasive procedurer samt langvarig anti-
biotikumbehandling, som bl.a. benyttes ved behandling af
osteo-artikuleere leesioner (5).

Patienter med knoglehevelser i sammenhaeng med anden
knoglesmerte og/eller kutane lasioner bgr udredes sével kli-
nisk, radiologisk samt histologisk under tentativ diagnose
SAPHO. Atiologien anses for benign og inflammatorisk be-
tinget, den funktionelle prognose for patienterne er god, men
behandlingen er i dag fortsat livslang.

Submental cicatrice
I ——

Fig. 9. Her ses den submentale cicatrice uden tegn pa recidiv
5 ar postoperativt.

Fig. 9. Submental scarring five years postoperatively without
signs of relaps.

TANDLAGEBLADET 2014 1 118  NR. 12



5 ar postoperativt ortopantomografisk undersggelse
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Fig. 10. Der ses apikal parodontitis pa -4,5 og yderligere erosion i basis mandibulae.
Fig. 10. Periodontitis apically to the left mandibular premolars and extended erosion at the mandibular base.

Cone Beam CT-scanning ved 5-arskontrol

Fig. 11. Erosion og disfiguration af basis mandibulae tilige med apikale forandringer -4,5.
Fig. 11. Erosion and disfiguration at the mandibular base and apical radiolucencies to the left mandibular premolars.

ABSTRACT (ENGLISH)

Inflammatory bone, joint and skin changes

Background — The Synovitis, Acne, Pustulosis, Hyperostosis
and Osteitis syndrome (SAPHO ) is characterized by a variety
of inflammatory bone, joint and skin changes. The condition is
important for dentists, since the clinical and radiological changes
in the mandible, are similar to other inflammatory bone diseases.
Case study — A 43- year-old man was referred to the Oral and
Maxillofacial Surgery Department, Hillered Hospital, for treatment
of severe mandibular infection. His medical history included pso-
riasis and submandibular pus secretion. Orthopantomographic
evaluation revealed sequestration of the base of the mandible,
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and scintigraphic bone examination showed increased uptake
in the mandible, hip and left ankle. Anaesthesia and high dose
antibiotic treatment sequestrectomy was performed, the mandi-
ble healed uneventful and the post-operative course was without
complications.

Conclusion — A patient with bone swelling, in conjunction with
other bone pain and / or cutaneous lesions should be evaluated
both clinically, radiologically, and histologically under the tentative
diagnosis SAPHO. Aetiology is considered benign and inflamma-
tory, the functional prognosis for patients is good, but the treat-
ment is still life long.
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