En mann i 40-arene
med smerter i hgyre lar og kne

Smerter i lar og kne som oppstar spontant, kan ha mange arsaker.
Vi beskriver her en tilstand som kan diagnostiseres ved hjelp av
MR-undersgkelse, og som det er viktig & kjenne til.

En mann ble henvist fra fastlege til ortope-
disk poliklinikk for belastningssmerter i
hayre lar og kne. Smertene hadde oppstatt
spontant over natten og var sa sterke at han
ikke kunne belaste hgyre ben uten krykker.
Han brukte medikamenter mot hypertensjon
og gastrogsofageal refluks, men var ellers
frisk. Han hadde ikke veert spesielt fysisk
aktiv for det aktuelle. Henvisende lege
hadde rekvirert MR-undersgkelse av hoyre
kne som viste normalt funn.

Smerte i lar og kne kan skrive seg fra hofte-
regionen. Det er derfor viktig at ogsa hoften
undersakes.

To méneder etter symptomdebut ble han
vurdert av ortoped som ikke fant noe galt i
kneet, men ortopeden noterte redusert
bevegelighet i hgyre hofteledd og rekvirerte
skjelettrantgen og MR-underspkelse av bek-
ken og hofte.

Rentgen viste en liten ujevnhet lateralt i
hgyre caput femoris av usikker betydning.
MR-bildene viste pa hayre side et diffust
benmargsgdem i caput og collum femoris
[fig 1]. Etter kontrast var det opptak i samme
omréade og ubetydelig vaeske i leddet. Det var
ingen tegn til subkondral fraktur.

Pasienten ble deretter henvist til revma-
tologisk avdeling hvor han ble undersgkt én
uke senere. Han hadde ikke hatt tegn til
diaré, infeksjon eller flattbitt for sympto-
mene startet.

Mot smertene hadde han forspkt para-
cetamol og NSAID-preparater med kun
moderat effekt. Han var helt smertefri i
hvile, men ved belastning anga han 8 pa en
0-10 numerisk smerteskala. Pasienten
hadde et lavt alkoholforbruk og rgykte ikke.

Ved klinisk underspkelse var han afebril
og i god allmenntilstand. Han hadde en hal-
tende gange, og passiv fleksjon og innadro-
tasjon i hgyre hofteledd var redusert pa
grunn av smerte. Organstatus, inkludert
hud, negler og gvrige ledd, var upafallende.
Ved ultralyd av hoyre hofteledd ble det notert
ubetydelig gkt vaeske i leddet, men ikke for-
tykket synovialhinne. Bentetthet malt med
dobbelt radioabsorpsjonsmetri [dual X-ray
absorptiometri, DXA) var redusert i begge
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hofter med T-skar henholdsvis -2,7 pa hayre
side og -2,2 pa venstre side. Ut fra pasien-
tens alder tilsvarer dette henholdsvis 65 %
0g 72 % av forventet verdi. T-skar lavere enn
-2,5 regnes som osteoporose.

Omfattende laboratorieutredning, inklu-
dert bl.a. SR, CRP, Hb, blodtelling, lever- og
nyrefunksjon, var upafallende bortsett fra
lett forhoyet parathyreoideahormon 8,5
pmol/l [1,5-7,6). lonisert kalsium var nor-
mal 1,21 mmol/l (1,18-1,32) og 25-0H-vita-
min D total 45 nmol/l (37-131).

Endokrinolog mente at det kunne fore-
ligge en lett sekundaer hyperparatyroidisme
og anbefalte tilskudd av kalsium og vitamin
D. Parathyroideascintigrafi viste ikke tegn til
adenom.

Pa MR-bilder er benmargsedem karakterisert
av diffust utbredte forandringer i form av
vaeskelignende signal fra benmarg med ned-
satt signalintensitet pd T1-vektede bilder og
okt signalintensitet pa vaeskesensitive sekven-
ser, f.eks. T2-vektede bilder med fettsuppre-
sjon eller «short tau inversion recovery»-
sekvens (STIR) (1).

Benmargsedem kan ogsd pévises med
skjelettscintigrafi (2), men da scintigrafi
ikke antas & gi mer informasjon enn MR-
undersgkelse, ble dette ikke utfort her. Ben-
margsedem er et uspesifikt funn, og man kan
se det ved en rekke tilstander i skjelettet,
béde inflammatoriske, degenerative og trau-
matiske (3). Det var derfor mange aktuelle
differensialdiagnoser hos denne pasienten.

I og med at symptomene hadde oppstatt
spontant, sa vi bort fra traume eller gjentatte
mikrotraumer som utlgsende arsak (4). Ben-
margsedem kan vare et tidlig funn ved
begynnende artrose, men med intakt ledd-
brusk og fraveer av osteofytter ansa vi
artrose som usannsynlig (5). Mer aktuelt var
muligheten for en inflammatorisk revmato-
logisk sykdom. Artritt i hofteleddet skyldes
ofte en spondylartrittilstand, enten i form av
psoriasisartritt, reaktiv artritt eller ankylose-
rende spondylitt (tidligere Bekhterevs syk-
dom). Disse sykdommene kan ha sveert
varierende forlep, og CRP-nivaet trenger
ikke & veare forheyet. Det var imidlertid
sparsomt med veske i leddet, og synovial-
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Figur 1 Diffust benmargsgdem i hoyre caput og collum femoris - a) STIR-sekvens, b] T1-sekvens

a

Figur 2 Normalt funn - a) STIR-sekvens, b] T1-sekvens

hinnen var ikke fortykket, noe man ville for-
ventet ved artritt. Fraveer av symptomer fra
hud, rygg, eyne, urinveier eller tarm stottet
heller ikke en slik diagnose. Den lange syke-
historien, upavirket allmenntilstand og nor-
malt CRP-niva gjorde infeksjon som bakte-
riell artritt eller osteomyelitt sveert lite sann-
synlig. Det er kjent at tuberkulose kan gi
vage og ukarakteristiske symptomer, men vi
fant ogsa dette sé usannsynlig at vi ikke gikk
videre med biopsi fra synovialhinnen. Virus-
infeksjoner er vanligvis ikke assosiert med
koksitt og ble ikke utredet nermere. MR-bil-
dene og den videre utredningen ga heller
ikke holdepunkter for malign tumor eller
metastase. Man ville da forventet hvilesmer-
ter. Muligheten for avaskuler nekrose ble
vurdert, men benmargsedem ved avaskulaer
nekrose er skarpt avgrenset mot omliggende
ben, ikke diffust utbredt som i dette tilfellet
(6). Andre mulige arsaker som labrumrift,
iliopsoas bursitt, tendinose i hofteflektorer,

1554

b

psoasabscess eller hematom kunne uteluk-
kes ut fra sykehistorie, kliniske funn og MR-
undersekelse (7).

Da vi ikke fant andre arsaker til de paviste
MR-forandringene, konkluderte vi med at det
dreide seg om et primert benmargsedem.
Smertene og pavisningen av lav bentetthet i
det affiserte omradet var forenlige med tilstan-
den benmargsedemsyndrom (8).

P& bakgrunn av flere kasuistikker hvor man
beskrev mulig effekt av peroral bisfosfonat-
behandling ved benmargsgdemsyndrom,
startet vi med alendronat 70 mg en gang i
uken (9]. Pasienten ble fulgt opp med regel-
messige telefonkonsultasjoner, og bade
smerter og funksjonsniva bedret seg grad-
vis. Ved kontroll seks maneder etter sym-
ptomdebut var han smertefri og kunne be-
laste benet fullt. Ny MR-undersgkelse viste
full tilbakegang av benmargsedemet i caput
femoris, men noe gdem i acetabulum. Etter

ytterligere tre maneder var MR bekken og
hofteledd helt normalisert [fig 2). Bentett-
hetsméling viste da T-skar -2,6, og -2,1 i
henholdsvis hayre og venstre hofte. Videre
oppfelging av endokrinolog viste vedvarende
lett forhayet PTH-niva uten at det ble funnet
noen sikker drsak til dette.

Diskusjon
Tilstanden vi omtaler i denne kasuistikken,
ble forst beskrevet i 1959 som lokalisert
osteoporose fordi skjelettrontgen viste redu-
sert mineralisering i hofteregionen (10). Da
smerter og rentgenforandringer viste seg &
vaere reversible, ble begrepet «transient
osteoporosis of the hip» (TOH) introdusert.
«Regional migratory osteoporosis» (RMO)
har senere vert benyttet hvor tilstanden flyt-
ter seg fra ett ledd til et annet (11). Etter at
MR-undersgkelser kom i bruk er dette blitt
standardmetoden for & diagnostisere tilstan-
den. I ICD-10 kodes benmargsedemsyn-
drom som M 81.6 (lokalisert osteoporose/
Lequesnes sykdom). Lequesne beskrev ti
pasienter med «transient osteoporosis of the
hip» som han oppfattet som en variant av
Stidecks atrofi (12). I senere studier har man
imidlertid ikke kunnet bekrefte sammen-
heng mellom benmargsedemsyndrom og
Siidecks atrofi (komplekst regionalt smerte-
syndrom) (13). P& norsk har tilstanden sa
vidt veert omtalt som lokalisert osteoporose
med benmargsedem, og som benmargsgdem
i forbigéende osteoporose (14, 15).

Litteraturen om benmargsedemsyndrom
utgjeres hovedsakelig av kasuistikker og
sma pasientserier, og man har liten kunn-
skap om etiologi eller patofysiologi (13).
Epidemiologiske data finnes ikke. Tilstan-
den er serlig beskrevet hos menn i alderen
30-60 ar, men er ogsa sett blant gravide
kvinner i siste trimester. Benmargsedem-
syndrom synes hyppigst & affisere hofte-
regionen, men forekommer ogsé i kne, ankel
og fot, sjelden i overekstremitetene eller
andre lokalisasjoner. I hoften ses forandrin-
gene oftest i proksimale femur, men de kan
ogsa forekomme i acetabulum. Spontan bed-
ring uten sekvele ser ut til & vaere det van-
ligste, symptomene kan vare fra noen mane-
der opp til et par ar, men residiv forekommer
(16). I de tilfellene hvor det er utfert ben-
mineralmaling, har det vert pavist reduserte
verdier i det affiserte omradet slik som hos
var pasient, det er ogsa rapportert om brudd
(10, 17). Kasuistikker tyder pa at bentett-
heten kan normalisere seg uten spesifikk
behandling (18). Det er kjent at avlastning
av en ekstremitet i seg selv kan medfere
redusert bentetthet, men neppe sd mye som i
dette tilfellet (19).

Ifolge flere kasuistikker og smé ukontrol-
lerte studier er pasienter med benmargs-
gdemsyndrom blitt behandlet med osteopo-
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rosemidler, spesielt bisfosfonater (9, 20—23).
Det finnes imidlertid ingen placebokontrol-
lerte studier, og det er derfor ikke mulig a vite
hvilken effekt bisfosfonater eventuelt kan ha
pé sykdomsforlapet ved tilstanden. Hos var
pasient startet vi med alendronat. Vi har
senere hatt fire pasienter med benmargsedem-
syndrom, den forste av disse fikk ogsé alen-
dronat, de siste tre har vi ikke gitt bisfos-
fonater. Alle fem pasienter er blitt bedre. Det
foreligger ogsa rapporter om bruk av prosta-
syklinanaloger (24), hyperbar oksygenterapi
(25) og trykkbelgebehandling (26), men per i
dag finnes det ingen behandling hvor effekten
er tilstrekkelig dokumentert til 4 kunne anbe-
fales.

Konklusjon

Benmargsedemsyndrom er en aktuell diffe-
rensialdiagnose hos pasienter med spontant
oppstatte smerter i store ledd i underekstremi-
tetene, serlig hofte. Det er en uavklart tilstand
med et apenbart behov for mer kunnskap. Vi
deltar gjerne i et samarbeid med andre inter-
esserte om dette.

Pasienten har gitt samtykke til at artikkelen blir
publisert.
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