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Abstract
The authors present a very rare case of juvenile spondyloarthritis and chronic recurrent mul-
tifocal osteomyelitis overlap syndrome in a 16-year-old girl and discuss diagnostic difficulties 
associated with this case. Juvenile spondyloarthropathies are a type of rheumatic diseases 
characterized by non-symmetrical peripheral arthritis and enthesitis as well as by spon-
dylitis. Chronic recurrent multifocal osteomyelitis is a rare, possibly autoimmune disease 
found primarily in children and adolescents. The disease is characterized by bone marrow 
inflammation and the presence of lytic and sclerotic lesions. Diagnostic imaging plays a key 
role in the identification of both diseases. The primary modality is X-ray; however, currently, 
magnetic resonance imaging and ultrasound are increasingly important. A correct early diag-
nosis allows one to start appropriate treatment to reduce the consequences of these diseases.
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badań kontrolnych. Była hospitalizowana w Klinice już 
kilkukrotnie.

U chorej w wywiadzie od 2011 roku występowały bóle 
stawów i pleców oraz ból przy chodzeniu w okolicy 
lewego pośladka i lewego uda. W badaniu przedmioto-
wym stwierdzono nieprawidłowy chód z oszczędzaniem 

Opis przypadku

Szesnastoletnia pacjentka z zespołem nakładania mło-
dzieńczej spondyloartropatii i przewlekłego wieloogni-
skowego nawracającego zapalenia kości i szpiku (chro-
nic recurrent multifocal osteomyelitis, CRMO) została 
przyjęta do naszego ośrodka w celu przeprowadzenia 
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lewej kończyny dolnej oraz cechy zapalenia stawów obwo-
dowych. W badaniu ultrasonograficznym potwierdzono 
zapalenie stawów obwodowych, w tym stawu skokowego 
lewego (Ryc. 1), kolanowego lewego, śródstopno-paliczko-
wego I stopy lewej oraz stawu mostkowo-obojczykowego 
prawego. W badaniu RTG kręgosłupa stwierdzono roto-
skoliozę odcinka piersiowego i lędźwiowego. W badaniach 
laboratoryjnych wykazano miernie podwyższone wskaźniki 
procesu zapalnego oraz obecny antygen HLA-B27. 

W grudniu 2012 roku w badaniu MR całego ciała uwidocz-
niono obrzęk szpiku trzonów kręgów C7, Th5 i Th6, uszko-
dzenie blaszek granicznych i obniżenie wysokości trzonu 
Th6, obrzęk szpiku w okolicy stawu mostkowo-obojczy-
kowego prawego, w lewym stawie krzyżowo-biodrowym, 
w trzonach obu kości biodrowych, w kości łódkowatej pra-
wej (Ryc. 2) z towarzyszącym obrzękiem tkanek miękkich 
oraz kostki bocznej strzałki lewej.

W badaniu RTG klatki piersiowej z odchyleń stwierdzono: 
zrosty przeponowo-opłucnowe lewej kopuły przepony, 
znaczne prawoboczne skrzywienie kręgosłupa piersiowego, 
nierówne zarysy oraz podchrzęstną sklerotyzację brzegu 
końca mostkowego obojczyka prawego (ryc. 3). W RTG sta-
wów krzyżowo-biodrowych wykazano zapalenie obustronne 
II stopnia. 

Ustalono wówczas rozpoznanie młodzieńczego idiopatycz-
nego zapalenia stawów (MIZS) z zapaleniem przyczepów 
ścięgnistych (enthesitis-related arthritis, ERA; MIZS-ERA), tj. 
jednej z postaci MIZS, należącej jednocześnie do młodzień-
czych spondyloartropatii (tj. chorób, w których zapaleniu 
stawów obwodowych towarzyszy zapalenie kręgosłupa).

Zastosowano leczenie niesteroidowymi lekami przeciw-
zapalnymi i sulfasalazyną (listopad–grudzień 2012 roku), 
uzyskując zmniejszenie dolegliwości bólowych. Jednak 
z powodu niezgłaszania się rodziców z dzieckiem na wizyty 
kolejne etapy leczenia były przerywane. Dodatkowo ze 
względu na pozytywny odczyn tuberkulinowy dziewczynka 
była hospitalizowana trzykrotnie (w 2012, 2013 i 2016 roku) 
w centrum leczenia chorób płuc i gruźlicy. Rozpoznano 
gruźlicę latentną.

W dalszym przebiegu choroby (2013–2015) u dziewczynki 
występowały okresy aktywnego zapalenia stawów obwodo-
wych, zapalenia stawów krzyżowo-biodrowych i kręgosłupa.

W kolejnych badaniach MR (2015, 2016) stwierdzono 
istotną progresję zmian – złamania trzonów kręgowych, 
obrzęk szpiku w wielu dodatkowych lokalizacjach: trzonu 
kości biodrowej prawej, panewki prawego stawu biodro-
wego, kości łonowej prawej, szyjki i krętarza większego 
kości udowej lewej, głowy strzałki prawej, pierwszej kości 
śródstopia prawego, masywny obrzęk szpiku w obrębie obu 
stawów krzyżowo-biodrowych (Ryc. 4) oraz obrzęk tkanek 
miękkich na wysokości zajętych stawów.

Na podstawie obrazu MR rozpoznano CRMO (chronic 
recurrent multifocal osteomyelitis) towarzyszące MIZS, 
czyli tzw. zespół nakładania.

Ryc. 1.  Tworząca się nadżerka wypełniona przerośniętą błoną ma-
ziową z jej wzmożonym unaczynieniem i wysiękiem w ba-
daniu USG

Ryc. 2.  Obrzęk szpiku kostnego kości łódkowatej prawej w badaniu 
MR całego ciała, wysoki sygnał po stronie lewej odpowiada 
uchwyconym naczyniom

Ryc. 3.  Ubytki kostne, nierówne zarysy otoczone rąbkiem sklerotycz-
nym w obrębie środkowo-dolnej części końca mostkowego 
prawego obojczyka
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W badaniu USG stopy prawej z odchyleń występowały: 
w stawie śródstopno-paliczkowym I pogrubiała, inten-
sywnie unaczyniona błona maziowa, na przyśrodkowej 
powierzchni głowy pierwszej kości śródstopia duża nad-
żerka wypełniona unaczynioną błoną maziową (Ryc. 5),  
pod głową piątej kości śródstopia niewielki wysięk, pogru-
biała błona maziowa kaletki (submetatarsal bursitis). 
W badaniu USG stawu kolanowego lewego stwierdzono 
wysięk w jamie stawu. 

Zastosowano leczenie skojarzone Metex + adalimumab 
i uzyskano wyciszenie objawów klinicznych oraz normali-
zację wskaźników zapalnych.

Od kwietnia 2017 roku rodzice ponownie nie zgłaszali się 
z dzieckiem do Kliniki, przerwali leczenie.

We wrześniu 2017 roku dziewczynkę przyjęto ponownie do 
Kliniki z powodu nawrotu dolegliwości bólowych, głównie 
kończyny dolnej lewej. W badaniach obrazowych stwier-
dzono dalszą istotną progresję zmian, m.in. w RTG krę-
gosłupa szyjnego wielopoziomowe złamania trzonów oraz 
syndesmofity na poziomie kręgosłupa lędźwiowego (Ryc. 6). 

Omówienie

Młodzieńcze spondyloartropatie oraz CRMO należą do 
rzadkich chorób wieku dziecięcego i niejednokrotnie ich 
rozpoznanie nastręcza wiele problemów. W pracy opi-
sano przypadek jeszcze rzadszej jednostki – tzw. zespołu 
nakładania, czyli współwystępowania młodzieńczej 
spondyloartropatii i CRMO – i przedstawiono drama-
tyczny przebieg tej choroby, głównie z powodu niesub-
ordynacji rodziców chorego dziecka i niestosowania się 
do zaleceń lekarskich. 

Młodzieńcze spondyloartropatie (MSpA) według ILAR 
(International League of Associations for Rheumatology) 
są jedną z postaci MIZS – zwaną ERA (enthesitis-related 
arthritis – zapalenie stawów towarzyszące zapaleniu przy-
czepów ścięgnistych)(1–3). Natomiast ESSG (European 
Spondyloarthropathy Study Group) traktuje MSpA jako 
oddzielną grupę chorób z podziałem na kilka jednostek, 
jak u chorych dorosłych. W naszej klinice przyjęta jest defi-
nicja choroby według ILAR.

Zapalenie stawów towarzyszące zapaleniu przyczepów 
ścięgnistych stanowi około 5–10% wszystkich postaci 
MIZS. Kryterium rozpoznania tej postaci jest obecność 
zapalenia stawów i przyczepów ścięgien albo zapalenie 
stawów lub zapalenie przyczepów ścięgien oraz obecność 
co najmniej dwóch poniższych kryteriów: 
• bolesność stawów krzyżowo-biodrowych lub zapalny ból 

krzyża;
• obecność antygenu HLA-B27;
• wywiad rodzinny wskazujący na co najmniej jednego 

krewnego I lub II stopnia z chorobą związaną z obecno-
ścią antygenu HLA-B27;

• przednie zapalenie błony naczyniowej oka: wystąpienie 
zapalenia stawów u chłopca po ukończeniu 8. roku życia.

Ryc. 4.  Obrzęk szpiku kostnego w obrębie obu stawów krzyżowo-bio-
drowych w badaniu MR całego ciała

Ryc. 5.  Na przyśrodkowej powierzchni głowy pierwszej kości śródsto-
pia duża nadżerka wypełniona unaczynioną błoną maziową

Ryc. 6.  Wielopoziomowe złamania trzonów kręgowych w obrębie krę-
gosłupa szyjnego
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Ponadto warunkiem koniecznym do postawienia diagnozy 
jest wykluczenie łuszczycy u chorego lub krewnego I lub II 
stopnia, a także obecność układowego zapalenia stawów.

Najczęstsze objawy to zapalenie przyczepów ścięgnistych 
oraz kliniczne cechy zapalenia stawów typu oligo- i poly-
arthritis z przewagą stawów kończyn dolnych (najczęściej 
staw kolanowy, biodrowy, skokowy, śródstopno-paliczkowy 
i międzypaliczkowy palucha)(4–6). U około 30–40% dzieci 
choroba postępuje, dochodzi do zajęcia stawów kręgo-
słupa i stawów krzyżowo-biodrowych, które, inaczej niż 
u dorosłych, zazwyczaj nie są objęte procesem zapalnym 
w początkowym etapie choroby (spondylitis, sacroiliitis)(6–8).  
Przedstawiony przez nas przypadek ilustruje mnogość zaję-
tych stawów przez tę chorobę i jej znaczną progresję.

Podstawową metodą diagnostyki ERA (MspA) są zdjęcia 
radiograficzne(7,9,10) stawów obwodowych i kręgosłupa. 
Ograniczeniem radiogramów jest wykrywanie jedynie 
zaawansowanych zmian zapalnych i destrukcyjnych. Wczesne 
etapy choroby są rozpoznawane w badaniu MR i USG.

Radiogramy

Zmiany zapalne w stawach krzyżowo-biodrowych (sacroilii-
tis) w początkowym etapie mogą być jednostronne. Oceny 
zaawansowania dokonuje się identycznie jak u osób doro-
słych na podstawie kryteriów nowojorskich (Tab. 1)(8,7,11).  
Zejściowym etapem choroby jest zrośnięcie kości biodro-
wej i krzyżowej (tj. ankyloza), co jednak jest wyjątkowo 
rzadko obserwowane u dzieci.

Ponadto na radiogramach są widoczne zmiany entezopa-
tyczne (skostnienia oraz nadżerki w kostnej części entezy) 
i zmiany w stawach obwodowych (pod postacią poszerze-
nia cienia tkanek miękkich, osteoporozy, torbieli i rzadziej 
nadżerek). W kręgosłupie u dzieci, inaczej niż u pacjentów 
dorosłych, nie dochodzi do zesztywnienia kręgów – objawu 
„kija bambusowego”. Kwadratowienie trzonów oraz syn-
desmofity, które stwierdzono u naszej chorej, widoczne 
są dopiero po wielu latach choroby(8). Charakterystyczne, 
choć bardzo rzadko stwierdzane, są destrukcje trzonów 
z odbudową kostną, najczęściej w obrębie odcinka szyjnego 
kręgosłupa. Opisujemy to w omawianym przypadku.

Badanie ultrasonograficzne

Ocenie podlegają stawy obwodowe, kaletki, ścięgna i ich 
pochewki oraz entezy(10,12). W początkowym stadium 

choroby widoczne jest pogrubienie błony maziowej, 
a następnie jej wzmożone unaczynienie i wysięk. Kolejnymi 
zmianami są geody i nadżerki powierzchni stawowych 
kości oraz uszkodzenie chrząstki szklistej, często rozpo-
czynające się od wzmożenia jej echogeniczności, co praw-
dopodobnie świadczy o jej zaburzeniach biochemicznych. 
Prawidłową odpowiedzią na leczenie jest zanik wzmożo-
nego unaczynienia błony maziowej i brak progresji cho-
roby, brak cech destrukcji. 

Zmiany zapalne w entezach widoczne są jako ich pogrubie-
nie i obniżenie echogeniczności, zaburzenie włókienkowej 
echostruktury, często wzmożone unaczynienie oraz zmiany 
w kostnej części entezy (nierówności, nadżerki, geody)(13).

Rezonans magnetyczny

Poza zmianami widocznymi w badaniu USG MR umoż-
liwia również ocenę obrzęku szpiku kostnego (najwcze-
śniejszy objaw zapalenia), kręgosłupa i rdzenia kręgowego, 
chrząstki stawowej w pełnym zakresie oraz stanu aktyw-
ności zapalnie zmienionej błony maziowej i tkanki kost-
nej podchrzęstnej po podaniu środka kontrastowego(10,14). 
W ocenie zmian zapalnych i destrukcyjnych w przebiegu 
MSpA i MIZS rezonans magnetyczny jest uznawany 
za badanie bardziej czułe niż badanie fizykalne, USG 
i RTG(2,15). 

CRMO

Przewlekłe nawracające wieloogniskowe zapalenie kości 
i szpiku (chronic recurrent multifocal osteomyelitis, CRMO) 
jest rzadko spotykanym schorzeniem z grupy chorób 
zapalnych kości, o prawdopodobnym podłożu autoim-
munologicznym, występującym głównie u dzieci i mło-
dych dorosłych, z przewagą występowania u płci żeńskiej. 
Charakterystyczne są zlokalizowane bóle kostno-stawowe, 
często bóle nocne, obrzęki stawów oraz bolesność uci-
skowa. Mogą występować ogólne objawy zapalne, takie 
jak gorączka, osłabienie, utrata masy ciała, oraz labora-
toryjne: nieznacznie podwyższone OB, CRP, leukocytoza 
oraz obecność cytokiny TNF-α. Przebieg choroby częściej 
jest nawrotowy z okresami zaostrzenia i remisji, rzadziej 
przewlekły(16–19). Najczęstsza lokalizacja zmian to nasady 
i przynasady kości długich (kość udowa, piszczelowa, 
strzałkowa), obojczyk, ściana klatki piersiowej, trzony krę-
gów, żuchwa, kości miednicy. Ogniska zapalne mogą być 
pojedyncze lub mnogie, zmiany często wykazują symetrię. 
Choroba zaczyna się od zapalenia szpiku kostnego, co jest 

Stopień 0 Brak zmian (stawy krzyżowo-biodrowe prawidłowe)

Stopień 1 Podejrzenie zmian (zatarte zarysy szpar stawowych)

Stopień 2 Zmiany minimalne (pojedyncze nadżerki i przystawowa sklerotyzacja)

Stopień 3 Zmiany zaawansowane (wyraźna przystawowa sklerotyzacja, liczne nadżerki z poszerzeniem szpary stawowej, możliwa częściowa ankyloza)

Stopień 4 Całkowita ankyloza

Tab. 1.  Kryteria nowojorskie wykorzystywane w diagnostyce sacroiliitis
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rozpoznanym z kilkuletnim opóźnieniem, nie jest odosob-
niony i w piśmiennictwie znajdujemy przypadki, w których 
obie jednostki nie zostały rozpoznane jednoczasowo(28–31). 
W opisywanych w literaturze przypadkach pierwotnie roz-
poznawano jednak CRMO, a następnie MIZS(28–32), podczas 
gdy nasz przypadek jest pierwszym, w którym pierwotnie 
stwierdzono MIZS.

U naszej chorej prawie 4-letnie opóźnienie diagnozy 
zespołu nakładania spowodowane było niespecyficznym 
obrazem klinicznym i radiologicznym, koniecznością 
wykluczenia innych chorób, jak również brakiem ści-
słego monitorowania choroby i przerywaniem leczenia, co 
doprowadziło do złamań kręgosłupa.

Podsumowanie 

Diagnostyka zapaleń reumatycznych stawów u dzieci nie-
jednokrotnie jest trudna, a fakt nakładania się jednostek 
(overlapping syndromes) komplikuje sytuację. Konieczna 
jest ścisła współpraca klinicystów i radiologów, jednak 
i wówczas nierzadko dochodzi do opóźnienia rozpozna-
nia, z uwagi na brak jednoznacznych objawów, koniecz-
ność wykluczania kolejno innych artropatii i poszerzania 
diagnostyki o kolejne badania. Skutkuje to wyjściowo bra-
kiem optymalnego leczenia i późnym zastosowaniem pra-
widłowej terapii, co prowadzi do progresji choroby. Brak 
poprawy stanu pacjenta może także zniechęcać rodziców 
do kontynuowania leczenia, tak jak w przedstawionym 
przypadku. Trudności te prowadzą do progresji choroby 
oraz dużego zaawansowania zmian. 

Konflikt interesów

Autorzy nie zgłaszają żadnych finansowych ani osobistych powiązań 
z innymi osobami lub organizacjami, które mogłyby negatywnie wpły-
nąć na treść niniejszej publikacji oraz rościć sobie do niej prawo.

dobrze widoczne w badaniu MR, zanim jeszcze dojdzie do 
powstania zmian litycznych i sklerotycznych, które można 
będzie obserwować na radiogramach(20–23). U około 25% 
pacjentów występują zmiany skórne: krostkowica dłoni 
i stóp, uogólniona krostkowica, łuszczyca i trądzik(24,25).

Obecnie obowiązują bristolskie kryteria rozpoznania, 
z 2016 roku(26): 
1. obecność typowych objawów klinicznych (bóle kostne 

± zlokalizowany obrzęk, bez objawów miejscowych 
lub ogólnych zapaleń czy infekcji);

2. typowe zmiany w badaniach obrazowych: RTG (zmiany 
lityczne, sklerotyczne, wytwórcze), MR (obrzęk szpiku 
± ogniska lityczne, reakcja okostnowa).

Przy spełnieniu warunków:
1. zmiany w więcej niż jednej kości (lub pojedyncza zmiana 

w obojczyku), miernie podwyższone CRP (<30 g/l);
2. jeżeli zmiana jednoogniskowa (o lokalizacji innej niż 

obojczyk) lub CRP >30 g/l, ukazanie w biopsji kości 
zmian zapalnych (komórki plazmatyczne, osteoklasty, 
włóknienie, sklerotyzacja) przy negatywnym wyniku 
badania bakteriologicznego u pacjenta niepoddawa-
nego aktualnie terapii antybiotykowej.

U naszej chorej rozpoznanie ustalono w badaniu MR na 
podstawie obecności mnogich obszarów obrzęku szpiku, 
ognisk litycznych oraz zmian sklerotycznych w charakte-
rystycznych dla obu jednostek chorobowych lokalizacjach, 
które korelowały z objawami klinicznymi: bólami kostno-
-stawowymi oraz obrzękami. Ponadto badania laborato-
ryjne wykazały miernie wzmożony poziom CRP oraz obec-
ność antygenu HLA-B27. 

Omawiany przypadek dowodzi, że w różnicowaniu MSpA 
należy nie tylko uwzględnić CRMO, na co wskazywali 
m.in. Robertson i wsp.(27), lecz także pamiętać o możli-
wości ich współistnienia. Przedstawiony przez nas przy-
padek 16-letniej dziewczynki z zespołem nakładania, 
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