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Idiyopatik Hiperkalsiiiri Tanisi ile Takip Edilen Cocuk Yas Grubu
Hastanin Diistk Enerijili Cok Seviyeli Vertebra Frakturdi:
Bir Olgu Sunumu

Low-Energy Multilevel Vertebral Fracture in a Pediatric Patient during Follow-up for
Idiopathic Hypercalciuria: A Case Report
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Cocuklarda hiperkalsitirinin kemik mineral yogunlugu Gzerindeki etkilerini arastiran calismalar eriskinlerle yapilan ¢alismalara gére kisithdir. Bu
olguda idiyopatik hiperkalsiiiri (IH) tanisi ile takip edilen bir hastada gelisen distik enerjili cok seviyeli vertebra fraktiirii anlatilmis ve cocuklarda
da iH'ye bagli kirk gelisebilecegine dikkat cekilmesi amaclanmistir. On yasindaki erkek cocuk, yaklasik 50 cm yiikseklikten ziplama sonrasi sirtta
olusan adri sikayeti ile poliklinigimize basvurdu. Hastanin 6zgecmisinde iH tanisiyla 8 yildir dis merkezde takip edildidi soy gecmisinde, babasinda
bobrek tasi ve hiperkalsidiri hikayesi bulunmaktaydi. Muayenesinde, alt torakal ve lomber vertebralar Uizerinde hassasiyet ve hareket kisitlhig
disinda anormallik saptanmadi. Tam kan sayimi ve biyokimyasal parametreleri alkalen fosfataz yiksekligi disinda normaldi. Cekilen dorsal ve
lomber lateral direk grafilerinde T4, T6, T8 ve L3 de kompresyon fraktlri oldugu tespit edilmesi Gizerine lomber ve dorsal vertebra manyetik
rezonans gorintilemesi (MRG), kemik mineral dansitometresi (KMD) ve vitamin D diizeyi 6l¢cimi istendi. MRG'de L3 de akut kompresyon
fraktlrl ve meduller 6dem, T4, T6 ve T8 de kronik osteoporotik kirik saptandi. KMD'de ise lomber total Z skoru -2,9 ve vitamin D diizeyi de
13,7 ng/ml (10-24 ng/ml arasi orta dlzeyde eksiklik) idi. Kontrol renal ultrasonografide bobrek tasi veya kalsifikasyon izlenmedi. Hastaya
polietilenmold torakolomber korse recete edilerek, hiperkalsitiri ve nefrokalsinozisi arttirmayacak sekilde D vitamini destegi baslandi. Takiplerde
hastanin agdrisinin azaldii gézlendi. Toplam kemik kitlesinin dnemli bir kisminin ¢ocukluk ¢aginda kazanildigi g6z éniinde bulundurularak bu
hastaliga neden olan faktérlerin erken tanimlanmasi ve &nlem alinmasinin ileride gelisebilecek problemlerin 6niine gegilmesinde saglayacaktir.
Anahtar kelimeler: Cocuk, idiyopatik hiperkalsitri, osteoporotik kirik

Compared to adult studies, there are a limited number of pediatric studies exploring the effects of hypercalciuria on bone mineral density.
The aim of this paper was to report a case of low-energy multilevel vertebral fracture in a pediatric patient during follow-up for idiopathic
hypercalciuria (IH); it was also attempted to remind clinicians that IH-induced fractures may also occur in children. A 10-year-old male child
presented to our outpatient clinic with back pain after jumping off from a height of approximately 50 cm. History of the patient showed that
the patient had been followed-up for idiopathic hypercalciuria for 8 years and his father had renal stones and hypercalciuria. There was no
abnormality on physical examination, with an exception for tenderness and limitation of movement in lower thoracic and lumbar vertebrae.
Complete blood count and biochemical parameters were normal except for an elevated alkaline phosphatase level. Dorsal and lumbar lateral
plain graphs showed compression fractures of T4, T6, T8, and L3 vertebrae, therefore, lumbar and dorsal vertebral magnetic resonance
imaging (MRI), bone mineral densitometry (BMD), and vitamin D level measurement were ordered. MRI revealed acute compression
fracture and medullary edema in L3; there were also chronic osteoporotic fractures in T4, T6, and T8. BMD showed a lumbar total Z score
of -2.9 and the Vitamin D level was 13.7 ng/mL (10-24 ng/mL indicates moderate deficiency). A control renal ultrasonography revealed no
kidney stones or calcification. The patient was prescribed polyethylene mold thoracolumbar corset and vitamin D support at a dose not to
enhance hypercalciuria and nephrocalcinosis. His pain was alleviated at follow-up. Considering that most of the total bone mass is acquired
at childhood, identification of causative factors and taking necessary measures at an early stage may prevent future complications of IH.
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Giris

idiyopatik hiperkalsitiri (iH) hiperkalsiiiriye neden olabilecek
vitamin D intoksikasyonu, endojen ve egzojen glukokortikoid
artisl, sarkoidoz, immobilizasyon, hipertiroidi, malignansi ve
paget hastaligi gibi Uriner kalsiyum atilimini arttiran diger
nedenlerin dislanmasi sonrasi, serum kalsiyum degerinin normal
olup idrarla kalsiyjum atiliminin fazla olmasi ile karakterize bir
hastaliktir (1). Uriner kalsiyum atilimi gastrointestinal sistem,
bébrek ve kemikler arasinda etkilesimin sonucudur. iH'nin renal ve
absorbatif olarak iki tipi vardir. Renal hiperkalsitrideki mekanizma
tam olarak bilinmemekle birlikte kalsiyumun proksimal tibulden
reabsorbsiyonunda bozukluk oldugu disiintilmektedir. Absorbatif
tip de ise kalsiyumun barsaklardan asiri emilimi s6z konusudur
(2). IH sonucu kemikten kalsiyum rezorbsiyonu ile zamanla kemik
mineral yogunlugunda azalma olabilmektedir (3). IH insidansinin
eriskinlerde %5-10 arasinda oldugu belirtilirken (4) bu oran ¢cocuk
yas grubunda %2,2-6,2 arasinda degismektedir (5). Otozomal
dominant gegislidir. Tim yas gruplarinda nefrokalsinozise yol
acarken ¢ocuk yas grubundaki klinik bulgular hemattiri, abdominal
agn, tekrarlayan Uriner sistem enfeksiyonlari ve dizridir (6).
Gocuklarda hiperkalsitrinin kemik mineral yogunlugu Gzerindeki
etkilerini arastiran calismalar eriskinlerle yapilan calismalara gore
kisithdir. Bu olguda iH tanisi ile takip edilen bir cocuk hastada
gelisen dlslk enerijili cok seviyeli vertebra fraktlri anlatimis ve
cocuklarda da iH'ye bagh kink gelisebilecedine dikkat cekilmesi
amaglanmistir.

Olgu

On vyasindaki erkek cocuk, yaklasik 50 cm yukseklikten ziplama
sonrasi sirtta olusan agn sikayeti ile poliklinigimize basvurdu.
Ozgecmisinde iH tanisiyla 8 yildir dis merkezde takip edildigi,
ilk bakilan 24 saatlik idrarda kalsiyum degerinin 12,7 mg/kg/
gun (>4 mg/kg/gun) oldugu gorildu. Hiperkalsitri ve bdbrek
goérunttlemesinde mikrokalsifikasyonlar tespit edilen hastaya
hidroklortiyazid 12,5 mg 2x1/2 ve potasyum sitrat 5 mEq 2x1
baslandigi, hastanin 24 saatlik idrarda atilan kalsiyum miktari
1,1 mg/kg/giin’e dismesi sonucu hidroklortiazid tedavisinin 1
yil dnce kesilerek, tedavisine potasyum sitrat ile devam edildigi
ogrenildi. Fizik muayenesinde, alt torakal ve lomber vertebralar
lzerinde hassasiyet ve agriya bagl hareket kisithligi oldugu
gorlldi. Hastanin Ust ve alt ekstremitelerde duyu ve motor
defisiti yoktu. Derin tendon refleksleri normoaktif idi. Laboratuvar
tetkiklerinde tam kan sayiminda (WBC: 7,4 103/ulL, RBC: 4,69
106/uL, Hemoglobin: 13 g/dl, hematokrit: %38,1) normal
sinirlarda idi. Biyokimyasal parametreleri (Ure: 20 mg/dl, Kreatinin
0,55 mg/dl, AST: 45 U/L, ALT: 67 U/L, Kreatin Kinaz: 84U/L,
Urik asit: 4,0 mg/dl) ve elektrolit diizeyleri de normaldi. Alkalen
fosfataz duzeyinin (400,82 IU/L, normal deger araligi: 38-126
IU/L) yiksek oldugu gorildl. Tiroid fonksiyon testleri (TSH:
4,22 ulU/mL, serbest T3: 4,82 pg/mL, serbest T4: 1,21 ng/dL)
parathormon diizeyi (24,20 pg/mL) ve vitamin B12 dUzeyi (216,8
pg/ml) normaldi. Vitamin D dulzeyinin (13,7 ng/ml; pediatrik
populasyonda 5-15 ng/ml arasi orta diizeyde eksiklik) orta

diizeyde eksik oldugu gérildl (7). Spot idrar tetkikinde patoloji
saptanmadi. Yirmi dort saatlik idrarda kalsiyum atiimi 3,2 mg/kg/
guin hesaplandi. Cekilen dorsal ve lomber lateral direk grafilerinde
T4, T6, T8 ve L3 de kompresyon fraktirl oldugu tespit edildi.
Bunun Uzerine lomber ve dorsal vertebra manyetik rezonans
gorlntllemesinde (MRG) (Resim 1, 2) L3'de vertebra korpusunda
akut kompresyon fraktlriini isaret eder sekilde meduller ¢dem,
sinyal artisi ve yukseklik kaybi, T4, T6, T8 vertebra korpusunda ise
kronik osteoporotik kirik ile uyumlu olacak sekilde lineer patern ve
yiukseklik kaybi saptandi. Dual enerji x-ray absorbsiyometri (DXA)
yontemi ile kemik mineral yogunlugu élciimdinde ise lomber total
Z skoru: -2,9, BMD: 0,431 g/cm? idi. Renal ultrasonografide
bobrek tasi veya kalsifikasyon izlenmedi. Hastaya polietilenmold
torakolomber korse recete edildi. Dort glnlik yatak istirahatinden
sonra korsesini ilk 20 glin her oturdugunda ve ayaga kalktiginda
daha sonrada uzun sureli oturma ve ayakta durmasi gerektiginde
kullanmasi tavsiye edildi. Yatak istirahati boyunca da toplam
ginde en az 1 saat oturmasi ve yirimesi onerildi. Agri kontroli
icin ibuprofen 2x300 mg baslandi. Cocuk saghgr ve hastaliklari
klinigine de konsllte edildi. D vitamini tedavisi 300,000 U oral,
gun asir, iki doz verildi. Ardindan D vitamini destedi 600 IU/gln
olarak baslandi. Diyette kalsiyum kisitlamasi yapiimadi. Sodyum
kisith diyet dnerildi. Hastanin akut evrede agrilari azaldiktan sonra
baslanan egzersiz programinda asamali olarak kemik, kas glctn
ve fleksibiliteyi arttinici ayrica aerobik kapasiteyi korumayacak
ve arttiracak sekilde planlandi. Takiplerinde hastanin agrisinin
azaldigi gozlendi. Hasta yakinlari ve hasta, dlslk enerjili travma
ile yeni kiriklar olusabilecegi yoniinde bilgilendirilerek sik araliklarla
kontrol 6nerildi.

Tartisma

iH'nin kemik mineral yogunlugu Uzerindeki etkilerini arastiran
calismalarin ¢ogu eriskin déneme aittir. Cocuklarda yapilan

Resim 1. Dorsal lateral direk grafi de T4, T6, T8 vertebralarda
kompresyon fraktirli ve T2 agirhkli manyetik rezonans
goruntisiinde; vertebra korpuslarinda lineer patern ve yukseklik
kaybi
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calismalar sinirli olmakla birlikte, timinde DXA ile yapilan
Olctimlerde hiperkalsitrinin kemik mineral yogunlugunda azalma
ile sonuglanan etkisi gosterilmistir (8). Ancak bizim olgumuzdaki
gibi osteoporotik kirikla sonuglanan bir olgu heniz literatiirde
bildirilmemistir.

Perrone ve ark. (9) 20 iH'li cocuk lzerinde yaptig! calismada
cocuklarin 4 tanesinde (%20) L2-L4 vertebra DXA degerlerini
duslk olarak bulmustur. Yine cocuklarin devamli hiperkalsitrisi
olan, ara ara hiperkalsilrisi olan ve bir kez hiperkalsilrisi
gérilen olarak gruplandiridig bir calismada devamli iH'si olan
cocuklarin DXA'da Z skorlarinin anlamli derecede disik oldugu
gorilmistir. Garcia-Nieto ve ark.’nin (10) normal popdilasyonla
karsilastirmali olarak yaptigi bir calismada iH'li cocuklarin kemik
mineral yodunlugu vertebral élctimlerinin kontrol grubuna gére
anlamli derecede disuk oldugu gorlilmustir. Ayrica bu calismada
cocuklarin hicbirinin diistk kalsiyumlu diyet almamasina ragmen
kalsiyum atiimindaki dengesizlikten dolayi eriskin yasta yeterli
kemik yogunluguna ulasamayabileceklerinden bahsedilmistir.
Toplam kemik kitlesinin dnemli bir kisminin ¢ocukluk ¢aginda
gerceklestigi g6z 6nlnde bulundurularak bu hastaliga neden
olan faktdrlerin erken tanimlanmasi ve dnlem alinmasinin ileride
gelisebilecek problemlerin 6nline gecilmesini saglayacaktir (11).
Kirk kiz cocugu ve premenopozal anneleri lizerinde yapilan bir
calismada da hem iH'li cocuklar da hem de annelerinde femoral
ve spinal DXA degerlerinde kontrol grubu ile karsilastirildiginda
anlamli dsiklik saptanmistir (6). Bu sebeple iH'si olan
cocuklarin asemptomatik olsa bile aile Uyelerinin de osteopeni
ve osteoporoz agisindan incelenmesinin gerektigi belirtilmistir.
Ayni calismada osteoporozun ¢ocukluk ¢aginda baslayabilecegi
belirtilmistir. iH'li cocuklarin bir kisminda addlesan cag boyunca
kemik kitlesinin artabilecedi ama bir béliminde de bu kaybin

Resim 2. Lomber lateral grafi de L3 vertebrada yikseklik kaybi
ve T2 agirlikli manyetik rezonans gorintistnde korpusunda
meduller dem, sinyal artigi

devam ederek erken osteoporoza yol agabilecedi belirtilmistir.
iH'li cocuklarda kemik kayb; rezorpsiyonun artmasi, formasyonun
azalmasi ya da her ikisinin birlikte gérllmesi sonucu olusabilir.
Absorbtif tip iH'si olan eriskinlerde yapilan kemik biyopsilerinde
icerik en cok kemik formasyon bozuklugudur (12,13). Bobrekte
kalsiyum gollenmesinin oldugu daha kiclk bir alt grupta ise
kemik rezorpsiyon artisinin sonucu IH olabilecegdi belirtilmistir
(14). Az sayida calismada cocuklarda iH'nin sebebinin renal
ve absorbtif tip bozukluga bagli olabilcegini belirtse de biyopsi
calismasi hentiz yoktur (15). Kemik yapim yikim markirlarindan
kan osteokalsin diizeylerinin iH'li cocuklarda ayni yas
grubuna goére artmis olarak bulunsa da Freundlich ve ark.’nin
(16) yaptidi calismada; spinal veya femoral DXA degerleri
dustk olsa bile biyokimyasal kemik rezorpsiyon markirlari;
deoksipridinolin ve deoksipiridinin ¢ocuklarin cogunda normal
oldugunu belirtmislerdir. Ayrica ayni yas grubu kontrol grubuyla
karsilastirldiginda parathormon ve kalsitonin dizeylerinin
arasinda anlamli farkliik bulunmamistir. Penido ve ark.'nin (17)
yaptigi calismada ise baska bir kemik rezorbsiyon markiri olan
N telopeptit dizeylerinin kontrol grubundan anlamli derecede
ylksek oldugu saptanmistir. Ancak iH'li cocuklarin biyik bir
kisminda normal boy uzamasi gorlldiga icin bu durum kemik
formasyonundaki degisiklikle daha az ilgili gibi gérinmektedir.
Zerwekh (11) iH'li cocuklarda gérillen kemik kitlesindeki
azalmanin kemik rezorbsiyunu ve/veya tunoverindaki artisla
aciklanabilecegini belirtmistir.

Cocuklarda gorilen iH ile iliskili disik kemik mineral
yogunlugunu agiklayacak ve kemik yeniden yapilanma dengesini
bozabilecek genetik yatkinlik, nutrisyonel ve metabolik gibi bazi
sebepler olabilir. Heniiz cocuklarda gériilen iH icin spesifik bir
genetik defekt gosterilemese de yapilan calismalarda absorbtif
hiperkalsilrinin genetik bir etiyolojiye dayandigi distuintimektedir
(6,16).

interldkin 1'in (IL-1) osteoklastik kemik rezorbsiyonunu stimdile
ettigi bilinmektedir. Garcia-Nieto ve ark.'’nin (18) yaptigi bir
calismada artmis iH'si olan hastalarda artrmis IL-1'in gdrildigi
ve bunun da disuk spinal DXA degerlerini acikladigi belirtilmistir.
iH'li hastalarda kemik rezorbsiyonunu arttiran timér nekroz
faktori ve interldkin 6'nin arttig da gosterilmistir. Ancak H'li
cocuklarda periferik kandaki monontkleer hicrelerde IL-1
mMRNA duzeyleri ile kontrol grubu arasinda anlamli farklilik
saptanmamistir.

Cocukluk caginda sekonder osteoporozun tedavisi en iyi
sekilde altta yatan hastaligin tedavisi ile saglanabilir (19).
Vertebral kirk gelisen hastalarda ise ek olarak akut dénemde
uygulanan istirahat, splintleme sonrasinda teropatik egzersizler
hastaya spesifik olarak kemik, kas glci ve fleksibiliteyi
arttiracak ayrica aerobik kapasiteyi de koruyacak ve arttiracak
sekilde planlanmalidir (20). iH'li hastalarda diyette kalsiyum
kisitlamasinin Uriner kalsiyum atilimini azaltmadigi gosterilmistir.
Bu nedenle blylime c¢adinda olan ¢ocuk hastalarda diyette
kalsiyum kisitlamasi yapilmamaktadir. Uriner kalsiyum atilimi
driner sodyum atilimi ile iliskili bulunmustur. Hastalara sodyum
kisith diyet énerilerek idrar kalsiyum atilimi azaltlabilir (19).
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iH'li cocuklarda yapilan cok az sayida calisma olmasina ragmen
mevcut verilerle 6zellikle spinal boélgede DXA degerlerinin
normal yas grubuna gére daha dusik oldugu saptanmistir
(11). Buna yol acan kesin mekanizma bilinmemekle birlikte
daha genis gruplarda yapilacak kapsamli calismalara ihtiyag
vardir (21). Hiperkalsitrinin eriskinlerin yani sira ¢ocuklarda da
osteoporoza yol agabilecegi akilda tutulmali kontroller diizenli
olarak yapilsa bile hastalar ve hasta yakinlari distk enerjili
kiriklara karsi uyarilmalidir.
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