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Limping in children — insidious problem
with various clinical manifestations

ABSTRACT

Limping in children is a quite common problem in
pediatric practice and especially in rheumatology.
[t most often occurs as a sudden gait disorder ac-
companied by pain. The vast majority is a symptom
of traumatic lesions and overload changes of lower
limbs but also inflammatory and infectious diseases.
However, some of the serious diseases may be more
underhand, causing difficulties in carrying out proper

CASE REPORT

A girl aged eight-and-a-half-year was ad-
mitted to the Rheumatology and Neurology
Unit of the 2nd Department for Older Chil-
dren, St. Louis Regional Specialised Childre-
n’s Hospital in Krakéw with a six-week history
of limping and left hip pain (from the begin-
ning of July, 2018). Due to sudden left hip pain
that occurred two days earlier, the girl presen-
ted herself with her mother to the emergen-
cy department of their local hospital. She was
urgently admitted to paediatric department
due to severe pain hindering walking.

The girl was admitted to the hospital in
good general condition with slightly elevated
body temperature and limping on the left lo-
wer limb due to the left hip pain. Her medi-
cal history revealed that she had been bitten
twice by ticks that summer. Laboratory testing
showed elevated levels of acute phase mar-
kers: C-reactive protein (CRP) — 71.1 mg/l
and erythrocyte sedimentation rate (ESR)
— 62 mm/h. Antistreptolysin O titre (ASO)
was 302 IU/l, that means twice the normal le-
vel. Complete blood count revealed mild leu-

diagnosis and early recognition of the disease. The
delay in the implementation of effective treatment of-
ten has a huge impact on the further course of the dis-
ease and therefore also the prognosis and efficiency
of the patient. On a clinical example, we show the pa-
tient’s path from the first symptoms to diagnosis, in-
dicating diagnostic traps and tools to solve problems.
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cocytosis of 12,400/ul with neutrophilia and
reduction of the following red blood cell para-
meters: haemoglobin and the mean corpuscu-
lar volume (MCV). The test for rheumatoid
factor (RF) was negative, alkaline phosphata-
se activity was within the normal range for the
age. Vitamin D concentration was deficient.
Throat swab culture showed normal bacterial
flora growth. Testing for reactive arthropa-
thies demonstrated that the disease was not
caused by mycoplasmas. The girl was found to
be IgM-positive and IgG-negative in the en-
zyme-linked immunosorbent assay (ELISA)
for antibodies against Borrelia burgdorferi but
the confirmatory Western blot test result was
positive for IgM (4/7 points). No abnorma-
lities were found in the X-ray or ultrasound
examinations of the hip joints and abdominal
cavity. Based on the severity of pain, hip joint
dysfunction and abnormal laboratory findings,
the child was diagnosed with borreliosis and
she was given treatment with amoxicillin at
50 mg/kg/day in two divided doses, according
to therapeutic standards, and permanent anti-
-inflammatory medication. During subsequent
days, the inflammatory markers slightly decre-
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ased (CRP 64.5 mg/l, ESR 50 mm/h), fever
resolved, pain diminished and a small gait im-
provement could be observed. The patient was
discharged on the seventh hospital day on the
treatment regimen including continuation of
antibacterial therapy and ibuprofen for three
weeks. Transient improvement was observed
during follow-up visits in outpatient clinic; re-
duced pain with less pronounced limping.
After two weeks of the recommended
therapy and the transient improvement, the
girl started limping on the left limb again and
she reported more intense pain of the left hip
and accompanying intermittent pain in the left
knee, so the general practitioner referred her
to a hospital again. The patient was admitted
to paediatric department of the same hospital.
On admission the patient suffered from severe
left hip pain that hampered correct loading of
each lower limb and she was suspected of re-
current inflammation of the left hip joint. An
in-depth interview revealed that the patient
had had a bike fall a week before and she bo-
unced on a trampoline regularly; it could con-
tribute to overload injuries and the severity of
symptoms. Laboratory testing again showed
elevated levels of acute phase markers: CRP
38.31 mg/l and ESR 66 mm/h, whereas the
level of procalcitonin was normal. Complete
blood count revealed thrombocythemia and
reduced red blood cell parameters as during
the previous hospital stay. Ultrasonographic
examination of the hip joints was repeated and
this time, a scanty exudate was observed on the
left side. There were no signs of synovitis or
other pathological changes. Since it was im-
possible to determine the exact cause of symp-
toms and their effective reduction, the mother
the mother requested her child’s discharge on
the second day of hospitalization. The patient
was prescribed anti-inflammatory treatment
with naproxen at 10 mg/kg twice a day for
10 days, control of inflammatory markers was
recommended and if the symptoms persisted,
diagnostic tests should have been broadened.
When the anti-inflammatory treatment
was discontinued, the severe left hip pain re-
turned together with difficulties in walking,
so the mother decided to consult a specialist
at the Rheumatological Outpatient Clinic
urgently. The girl was immediately referred to
hospital due to the severity of symptoms and
suspected hip joint inflammation. Next day,
the patient was admitted to our hospital with
almost 1.5-month history of intermittent left
hip pain and limping on the left lower limb.
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Furthermore, she reported intermittent pain
in the left knee. Morning joint stiffness was not
observed. Pain occurred mainly during move-
ment but also at rest or at night, however anal-
gesia was not required. The history of injury
was unclear and there was no history of weight
loss, fevers or rashes. The girl had been heal-
thy so far, she had not received any chronic
therapy except from the treatment of borrelio-
sis last month. Due to frequent infections in
the past and allergies to house dust mites and
cats’ fur, the girl attended an allergy outpatient
clinic. Furthermore, from time to time she was
consulted at an otolaryngologic outpatient cli-
nic due to suspected hearing loss.

On admission, the patient’s condition was
moderate. She was suffering, with low mood,
no fever, normosthenic body type with BMI
17.2 kg/m?, 10th centile for height, between
25th and 50th centile for weight. Physical exa-
mination showed a slight asymmetry of the
body contour in the pelvic area and differences
in the density of tissues forming the pelvic gir-
dle when comparing the left and right sides. In
the clinical assessment of the musculoskeletal
system, the girl walked with an antalgic gait,
which aimed to reduce weight bearing on the
left limb. Furthermore, the pain significantly
limited abduction and adduction of the left
hip joint during both active and passive mo-
vements of the left lower limb. No other mo-
vement limitations or contour widening of the
remaining joints could be seen. Cardiovascular
system within normal limits, except for sligh-
tly elevated blood pressure (128/95 mm Hg).
No enlargement of liver or spleen was found
on abdominal palpation; deep palpation reve-
aled abdominal painful compression in the left
lower quadrant in the absence of peritoneal
symptoms or pathological resistances. Respi-
ratory assessment revealed hypertrophy of
tonsils and slightly reddened palatopharyngeal
arches. Over the lung fields, symmetrical ve-
sicular murmur and resonant sound on per-
cussion on both sides could be observed. Pe-
ripheral lymph nodes non-enlarged, skin pale
and unchanged.

Results of the following laboratory tests
were abnormal: as previously, elevated inflam-
matory markers (CRP 55 mg/l, ESR 36 mm/h),
mild leucocytosis of 12,110/ul (laboratory ref-
erence for the age is up to 11,700/ul) accom-
panied by neutrophilia and thrombocytosis
(438,000/ul), MCV below the lower limit of
normal with the remaining red cell parameters
within the normal ranges, furthermore, a slight-



ly elevated hyperuricaemia of 321.84 umol/l
was found. Transaminases, gamma-glutamyl-
transferase (GGT) and renal function param-
eters were within normal ranges. The thyroid
hormonal profile was normal. The test for RF
was negative, the levels of lactate dehydroge-
nase (LDH), alkaline phosphatase and vita-
min D were normal, as well as blood electro-
lytes (ionogram). Infection with the hepatitis
B virus (HBV) was excluded and testing for
Lyme borreliosis was repeated. The patient
was found to be very highly positive for IgM
and negative for IgG antibodies (ELISA). At
that time, the result of the confirmatory West-
ern blot test was still being analysed, as well as
most results of tests for reactive arthropathies,
genetic testing for the HLA B27 antigen and
antinuclear antibodies (ANA).

Diagnostic imaging. First, ultrasonogra-
phic assessment of the hip joints was perfor-
med. It revealed acetabular asymmetry with
uneven periosteal course of the acetabular rim
on the left side and swelling of the soft tissues
of the acetabular region with dilation of the
iliopsoas muscle and heterogeneous surroun-
ding tissues (seen in the echogram) in the ab-
sence of exudate in the joint on the same side.
Ultrasound image of the right side showed no
pathology (Figures 1-3). This worrying clinical
picture of the hip area with pathological chan-
ges of the iliac wing demonstrated an urgent
need for an in-depth diagnosis based on ima-
ging techniques. Contrast-enhanced computed
tomography (CT) imaging with 3D reconstruc-
tion of pelvis and hip joints was performed (Fi-
gure 4A, B).

Figure 1. Left hip joint with visible osteolysis and structural disturbances of the iliopsoas muscle (Ultrasound)

Figure 2. Left hip joint with visible uneven periosteal course of the acetabular rim on the left side and swelling of the soft tissues

of the acetabular region (Ultrasound)
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Figure 3. Right and left hip joints with significant structural disturbances (Ultrasound)

Figure 4A, B. 3D reconstruction of CT scans

The CT scans showed an irregular, mainly
osteolytic 77 X 50 mm lesion with permeation,
located within the anterior part of the wing of
ilium and the mid-lateral part of the body of
ilium, on the left side of the body. The lesion
showed diffuse periosteal reaction resulting in
thinning and segmental cortical destruction,
with Codman triangle and spicules accompa-
nied by irregular osteosclerotic foci and tissue
mass with areas of necrotic oedematous chan-
ges adhering to the inner and outer surfaces
of the wing of ilium and to the outer surface
of the body of ilium, with infiltrations of the
gluteus muscles medius and minimus and cal-
cifications (Figures 5, 6). Osteolysis occurred
also in the lateral part of the acetabular roof
leading to significant cortical thinning of the
ilium. These changes could be observed by ul-
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Figure 5. Lesser pelvis with visible osteolysis, pathological
tissue mass and asymmetry of the body contour between the
left and right sides (CT)



Figure 6. Visible osteolysis and pathological tissue mass (CT)

Figure 7. Chest X-ray examination, oval shadows (arrows)

trasound imaging (Compare figures 1, 2 and 4,
7). Furthermore, a small amount of interloop
fluid was found in the lesser pelvis. Lymph no-
des visible on ultrasound scanning were non-
-enlarged. The observed lesions fully corre-
sponded to a proliferative process within the
iliac bone but differentiation between Ewing
sarcoma (ES) and osteosarcoma (OS) was ne-
cessary.

X-ray chest examination revealed an oval
shadow,10 X 4 mm in size, in the lower field
of the left lung close to the costophrenic an-
gle which could have been a metastatic lesion.
After a thorough analysis, a second slightly
larger oval shadow was detected in the cen-
tral field of the left lung (Figure 8, arrows).
Ultrasound abdominal imaging showed mild
hepatomegaly with heterogeneous liver paren-
chyma and perivascular oedema observed on
echogram. Both the child and her parents were
provided with the care of a psychologist. On
the 5th day of hospitalization, the girl was mo-
ved to the Department of Paediatric Oncology

Figure 8. Ewing sarcoma-histopathology

and Haematology, University Children’s Ho-
spital of Krakéw. After she had been dischar-
ged from our hospital, we obtained the missing
test results. Testing for Yersinia enterocolitica
IgM antibodies gave equivocal result whereas
the result of Western blot analysis for [gM an-
tibodies against Borrelia burgdorferi was nega-
tive. Infections with Chlamydia trachomatis or
Mycoplasma pneumoniae were excluded. ANA
or the HLA B27 antigen were not found.

The following examinations were per-
formed in the Department of Paediatric On-
cology and Haematology: histopathological
evaluation of a specimen taken from the tu-
mour, together with molecular genetic typing
and bone marrow trepanobiopsy. Further-
more, diagnostic imaging was extended with
magnetic resonance imaging (MRI) of the pe-
Ivis, computed tomography (CT) of the brain,
abdominal cavity, lesser pelvis and chest and
scintigraphic examination using Tc99m and
PET/CT. Finally, Ewing sarcoma was diagno-
sed with EWSR 1 translocation and lung me-
tastasis, without involvement of other bones,
bone marrow, abdominal organs or brain. The
girl was qualified for preoperative chemothe-
rapy according to the EWING 2008 proto-
col (vincristine, ifosfamide, doxorubicin and
etoposide) containing 6 cycles at 21-day in-
tervals. Currently the patient is receiving in-
duction chemotherapy and using a wheelchair.
The time from the first symptoms to diagnosis
was about 10 weeks.

DISCUSSION

Limping is a deviation from the normal
age-appropriate pattern of gait resulting in la-
borious, interrupted and asymmetric walking.
It is most often a symptom of acute, acquired
pathologies, mainly injuries, manifested by
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Table 1. Causes of gait abnormalities according to age

Painful

Painless

Age 1-3 Osteomyelitis, septic joint inflammation
Transient synovitis of one joint
Fractures in “small children”

Discitis

Malignancies

Rheumatic disorders

Battered Child Syndrome

Malignancies

Developmental hip dysplasia
Neuromuscular disturbances (cerebral palsy, CP)
Unequal limb length

Age 4-10 | Osteomyelitis, septic monoarthritis, myositis
Transient synovitis of one joint

Injuries and overload changes

Rheumatic disorders

Discitis

Malignancies

Osteomyelitis, septic monoarthritis, myositis
Transient synovitis of one joint

Injury

Rheumatic disorders

Discitis

Malignancies

Age over 10 | Osteomyelitis, septic monoarthritis

Injuries and overload changes

Rheumatic disorders

Slipped capital femoral epiphysis: acute, unstable
Malignancies

Slipped capital femoral epiphysis: chronic, stable
Developmental hip dysplasia: acetabular dysplasia
Unequal limb length

Neuromuscular disturbances

pain, at least in the initial stages of a disease.
In some cases limping can result from foetal
abnormalities including genetic disorders and
will occur later on when the child begins to
stand and walk. Limping is a consequence of
pain, body deformities or muscle weakness
suggesting an underlying pathology of one or
more of the following systems: osteoarticular,
muscular or nervous, both central and peri-
pheral, which are responsible for the control
of body posture and correct gait [1-4].

There are many disorders that lead to
abnormal gait but first the most common cau-
ses should be excluded, in children and adole-
scents such as: traumatic or overload injuries
and infections. Patients should be thoroughly
monitored, their medical history taken care-
fully and full physical examination should be
performed as accurately as possible and fol-
lowed by appropriate laboratory and imaging
evaluations. It is extremely important not to
overlook diseases that, if not treated, may con-
tribute to worsening of the patient’s condition
and prognosis [5-8].

When searching for the cause of a pa-
tient’s condition, physicians should remember
that not all diseases are equally common in all
age groups (Table 1). For example, slipped ca-
pital femoral epiphysis (SCFE) is typically fo-
und in boys over the age of 11, whereas Legg-
-Calvé-Perthes disease (LCPD), also known as
avascular necrosis of the femoral head, attacks
mainly children between the ages of 4 and
10. A proliferative process should be conside-
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red especially in children aged 4 to 10, these
can be tumours of the central nervous system,
leukaemias, neoplasms of soft tissues or bones,
as it happened in our patient. She developed
a neoplasm belonging to the Ewing Family of
Tumours (EFTs). These tumours consist of
small, round, poorly differentiated cells [9-12].
The EFT group includes:

— skeletal Ewing sarcoma,

— extraskeletal Ewing sarcoma,

— primitive  neuroectodermal  tumour

(PNET),

— neuroepithelioma,

— Askin tumour — Ewing sarcoma of the
chest wall,

— atypical Ewing sarcoma.

Ewing tumours share some common fe-
atures: similar microscopic appearance with
small, round, blue, poorly differentiated
cells (Figure 8) and translocation t (11; 22)
in all EFTs in about 90-95% of cases. The
FLI1 (Friend leukaemia virus integration 1)
gene translocates from its original position on
chromosome 11 to the EWS (Ewing sarcoma)
region on chromosome 22. FLI1 regulates the
activity of other genes. Function of the EWS
gene and protein is not clearly understood
but it is known that fusion of the EWS and
FLI1 genes results in the expression of a pro-
tein which is involved in oncogenesis of Ewing
sarcoma [13-14].

Ewing sarcoma is most often found in
people between the ages of 10 and 20, more
frequently in Caucasian boys. ES is the sec-



ond most common bone cancer diagnosed in
children after OS (OS 56%, ES 34%). In Po-
land, the annual incidence of ES within the
paediatric population is estimated to range
between 1.6 and 2.9 new cases per million, i.e.
20-25 new patients. Unfortunately, in more
than a half of patients, at the time of diagnosis
metastatic changes are found, most commonly
in the lungs, followed by other bones, lymph
nodes and bone marrow [15-19].

Primary bone ES accounts for 87% of
cases and is most often located in long bones
(femur or humerus) or pelvis but may also ap-
pear in other bones such as in the spine, ribs
or skull. Since Ewing sarcoma clinically mim-
ics an inflammatory condition, it is often mis-
diagnosed as either osteomyelitis or arthritis
[4, 17]. The most common symptoms include:
— local pain and swelling,

— limping caused by pain,
— fever,

— fatigue,

— weight loss,

— hyperleucocytosis,

— elevated ESR,

— pathological fractures.

In the diagnosis of Ewing sarcoma, the
most valuable laboratory aid are: complete
blood count, determination of the levels of
LDH and inflammatory markers, especially
ESR. These parameters are also of great prog-
nostic significance. Leucocytosis and elevated
inflammatory markers are common symptoms
of a pathological process, but they lack speci-
ficity and are primarily associated with an on-
going inflammation. Sometimes leucocytosis is
accompanied by anaemia.

Prognosis depends mainly on whether the
cancer produced distant metastases that could
be seen at the time of diagnosis. Further indi-
cators of poor prognosis are:

— male sex,

— ageunder 12,

— tumour size 200 ml or more at the time
of diagnosis,

— primary tumour located in the pe-

Ivic bone,

— anaemia,

— elevated blood lactic dehydrogenase,
— local radiotherapy-only approach,
— poor response to cytostatic agents.

Initial diagnosis of bone tumours is based
on imaging (X-ray, CT, sometimes ultrasound,
as described above) of the painful or swollen
area, followed by MRI, to determine the exact
size of the lesion, its borders and the degree of

infiltration of the surrounding tissues. These
data are very important in deciding whether
the operation could be performed safely and
what would be its scope. The assessment of
the response to induction therapy can be made
only by comparing the pre- and postoperative
results of diagnostic imaging. Determination
of the exact type of tumour is done by biopsy.
The collected tissue specimens are evaluated
using histopathological techniques and the
required microscopic, immunohistochemi-
cal and cytogenetic methods. Together with
these examinations, detailed diagnostic imag-
ing is carried out in order to detect metastases
and for the purposes of cancer staging, since
the presence of metastases at the time of dia-
gnosis is the most important prognostic factor.
Therefore, computed tomography or PET/CT
of the chest and MRI of the head are carried
out. In order to detect small metastases in the
entire body, scintigraphic imaging is used or
whole-body MRI screening as a more efficient
technique.

In case of operable tumours, the tre-
atment is based on induction neoadjuvant
chemotherapy according to the EWING
2008 protocol (vincristine, ifosfamide, doxo-
rubicin and etoposide) containing 6 cycles at
21-day intervals, followed by tumour excision
with a proper margin of healthy tissue. If it is
possible, a sparing surgery is performed with
bone reconstruction using endoprosthesis or
bone grafting. Mutilating surgical procedures
are performed less often. The next step is com-
plementary chemotherapy containing 8 cycles
of vincristine, actinomycin D and ifosfamide or
cyclophosphamide, depending on the patient’s
sex, disease advancement and the response to
treatment. Chemotherapy is often combined
with radiotherapy, especially when the primary
tumour is large, has a specific location (spine,
pelvis or skull), when the tumour removal is
incomplete or in the presence of inoperable
metastases. In case of distant metastases, it
is the proper time for their surgical excision.
Particularly good results can be achieved for
metastases to the lungs [20, 21].

From 1975 to 2010 the survival rate incre-
ased by more than 50% and during a 5-year
follow-up is approx. 60-78%, depending on the
patient’s age. In a study published in 1999 by
the European Intergroup Cooperative Ewin-
g’s Sarcoma Study (EICESS), a 3-year survival
rate of patients with a localized tumour was
66%, in patients with pulmonary metastases
— 43% and in individuals with disseminated
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disease — only 29%. According to the Polish
National Cancer Registry, the figures are 45%
and 20%, respectively [20-23].

In our patient, inflammation of the hip
joint was suspected, that is not unusual be-
cause Ewing sarcoma mimics an inflammatory
condition. Therefore, the initial diagnosis was
Lyme arthritis.

Lyme borreliosis is a disease caused by
spirochetes Borrelia burgdorferi sensu lato (in
Poland these are: B. burgdorferi, B. garinii,
B. afzelii), spread by ticks of the genus Ixo-
des. Lyme disease affects multiple organs: skin,
joints, nervous system and heart. Diagnosis of
Lyme borreliosis should be based on the pre-
sence of one of the following symptoms:

— erythema migrans (expanding rash, EM),
— Borrelial lymphocytoma (BL),
— acrodermatitis  chronica  atrophicans

(ACA),

— Lyme arthritis (LA),
— Lyme carditis (LC),
— Neuroborreliosis.

Two-step diagnostic protocol for Lyme
borreliosis (cases without erythema migrans):
I.  Specific anti-Borrelia antibodies, either

IgM or IgG depending on the clinical

presentation, should be demonstrated

using the ELISA technique

II.  In patients with positive or equivocal re-
sults, Western blot testing should be per-
formed

Both tests are complementary. ELISA has
a high sensitivity and low specificity and West-
ern-blot — high specificity, but lower sensitivity.
The IgM antibodies can be detected as early as
in the second week of the disease but more often
after a few weeks. At an early stage of borrelio-
sis, if ELISA gives a positive and Western blot
negative result, it should be considered to re-
peat the latter test after another 2—4 weeks. Pa-
tients presenting erythema migrans can be di-
agnosed with Lyme disease without the need
for blood tests, very often negative at that time.
IgM antibody levels may be elevated for years
regardless of how effectively the infection is
eliminated, but they can also disappear sponta-
neously or after treatment. IgG antibodies are
characteristic for the late borreliosis. False-pos-
itive results of antibody testing can be due to
an autoimmune disease, infection with a virus
belonging to the Herpesviridae family, EBV or
other spirochetes. Lyme borreliosis can neither
be diagnosed nor treated based only on labora-
tory testing without clinical symptoms typical
for this disease [24, 25].
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Joint fluid analyses are non-specific for
Lyme borreliosis revealing only elevated leu-
cocyte counts (up to 50,000/ul) with a predom-
inance of neutrophils and increased protein
concentration, therefore they are not per-
formed for diagnostic purposes.

In the early stages (up to 6 months af-
ter infection) of Lyme arthritis (suspected in
our patient) IgM antibodies are detectable in
the patients’ sera. Symptoms of this form of
Lyme disease occur within a few weeks since
a tick bite and include migrating pain in bones,
joints, muscles and tendons.

Recurrent or chronic arthritis, recurrent
pain in bones, joints or periarticular tissues are
characteristic for late borreliosis. These clinical
manifestations usually appear within two years
after infection and grow over months and years
with long periods of spontaneous remission.
Lower limb joints are the most common site of
involvement with not only pain but also other si-
gns of inflammation such as swelling, increased
warmth and redness of the skin. The ailments
are typically asymmetrical. Exacerbations occur
when moving the involved limb or when exudate
accumulates within the joint space. Knee joint is
most likely to be affected (90%), less frequently
other large limb joints, whereas temporoman-
dibular joints and small joints in the hands and
feet only rarely are involved. The clinical course
of Lyme arthritis is marked by multiple cycles of
remission and exacerbation with a tendency to
spontaneous resolution of symptoms. Further-
more, 40% of patients with erythema migrans
develop flu-like symptoms with joint pain which
tend to spontaneous resolution.

Antibiotic treatment for Lyme disease sho-
uld be administered for at least 21 days. The regi-
men is selected according to the clinical presenta-
tion and the patient’s tolerance. For subjects aged
12 or more, doxycycline is the first choice antibio-
tic, followed by amoxicillin, cefuroxime, ceftriax-
one and cefotaxime. In patients with early Lyme
arthritis, amoxicillin is recommended at 50 mg/kg
daily in two divided doses for 14-28 days. There
is no scientific evidence, either for antibiotic ad-
ministration for several months, or for repeated
treatment cycles. The efficacy of therapy is not
assessed by serological tests, but only by the dyna-
mics of the clinical manifestations [24, 25].

In the case of an ineffective repeated an-
tibiotic therapy, carried out according to the
recommendations, other causes of the condi-
tion should be considered and non-steroidal
anti-inflammatory drugs (NSAIDs) or other
symptomatic medication should be used.



CONCLUSIONS

Based on our thorough analysis we can
conclude that the patient, despite positive re-
sults of serological tests for Lyme borreliosis,
did not exactly meet the criteria for being dia-
gnosed with this disease. Apart from the positi-
ve blood test results, in the early stages of Lyme
disease with the involvement of joints, bones,
muscles and tendons, migrating pain (i.e. in va-
rious areas) is also observed. In the late Lyme
disease, the results for IgG antibody testing
are usually positive and arthritis is preceded by
recurrent ailments, whereas in our patient the
level of IgG was low. The first diagnosis could
not be verified during the second hospitaliza-
tion due to the discharge from hospital based
on the mother’s request. This diagnosis was ve-
rified during the girl’s stay at our department.
The initial diagnosis of hip joint inflammation

confirms the frequently observed fact that this
condition can mimic Ewing’s sarcoma.

The case described above shows pitfalls
and diagnostic difficulties that clinicians face
when dealing with limping. In August 2018, the
presented girl was a patient of the 2nd Depart-
ment for Older Children with the Rheumato-
logy and Neurology Units, St. Louis Regional
Specialised Children’s Hospital in Krakow.
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Il Oddziat Kliniczny Dzieci Starszych z Pododdziatlem Reumatologii i Neurologii Wojewodzkiego Specjalistycznego Szpitala Dziecigcego

im. $w. Ludwika w Krakowie

Utykanie w populacji pediatrycznej
— zdradliwy problem o wielu obliczach

Artykut jest ttumaczeniem pracy: Kurbiel M., Zuber Z., Limping in children — insidious problem with various clinical manife-

stations. Forum Reumatol. 2020 tom 6, nr 1: 23-31.
Nalezy cytowac wersje pierwotna.
Pismiennictwo znajduje sie na stronie 31.

STRESZCZENIE

Utykanie u dzieci jest doSC czesto spotykanym
problemem w praktyce pediatrycznej, a szczegol-
nie reumatologicznej. NajczesSciej wystepuje jako
nagle pojawiajagce sie zaburzenie chodu, ktore-
mu towarzysza dolegliwosci bolowe. W zdecy-
dowanej wiegkszosci jest objawem zmian ura-
zowych i przecigzeniowych w zakresie konczyn
dolnych oraz chorob o podfozu zapalnym i infek-
cyjnym. Jednak czeS¢ powaznych schorzen moze
przebiega¢ bardziej skrycie, powodujac trudnosci

OPIS PRZYPADKU

Dziewczynka 8,5-letnia zostala przyje-
ta na II Oddziat Kliniczny Dzieci Starszych
z Pododdzialem Reumatologii i Neurologii
Wojewddzkiego Specjalistycznego Szpitala
Dziecigcego im. §w. Ludwika w Krakowie z po-
wodu utykania oraz dolegliwosci bolowych le-
wego biodra.

Powyzsze dolegliwosci rozpoczely sie
okolo 6 tygodni wczesniej, z poczatkiem lipca
2018 roku. Z powodu nagtego utrzymujacego si¢
od 2 dni bélu okolicy biodra lewego dziewczynka
zglosita si¢ z matka na SOR szpitala rejonowe-
go, najblizszego miejsca zamieszkania dziew-
czynki. Z uwagi na nasilone dolegliwosci znacz-
nie utrudniajace chodzenie, pacjentke przyjeto
na Oddziat Pediatryczny w trybie pilnym.

Przy przyjeciu dziewczynka byta w stanie
og6lnym dobrym, temperatura ciata utrzymy-
wata si¢ w granicach stanu podgoraczkowego,

w przeprowadzeniu wifasciwej diagnostyki i wcz-
esnym rozpoznaniu choroby. Natomiast opoznienie
wdrozenia skutecznego leczenia ma czgsto ogrom-
ny wptyw na dalszy przebieg schorzenia, a zatem
takze rokowanie i sprawnoS$¢ pacjenta. W pracy
na przyktadzie klinicznym pokazano droge od pier-
wszych objawow do postawienia rozpoznania,
wskazujac putapki diagnostyczne i narzedzia po-
mocne W rozwigzywaniu problemow.
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Stowa kluczowe: utykanie; migsak Ewinga;
borelioza; objawy; diagnostyka; leczenie

pacjentka prezentowata chdéd utykajacy na
lewa koficzyne dolng z powodu odczuwanego
bélu okolicy stawu biodrowego. W wywiadzie
ujawniono 2-krotne ukaszenie przez kleszcza
w trwajacym wéwczas sezonie letnim. W trak-
cie prowadzonej diagnostyki w podstawowych
badaniach laboratoryjnych stwierdzono pod-
wyzszone wskazniki stanu zapalnego, CRP
71,1 mg/l, OB 62 mm/h, 2-krotnie podwyz-
szone stezenie ASO 302 jm./l, w morfologii
krwi obwodowej obserwowano niewielka leu-
kocytoze 12,4 tys./ ul z neutrofilia, natomiast
w zakresie parametrow czerwonokrwinkowych
nieznaczne obnizenie hemoglobiny i MCV.
Czynnik reumatoidalny byt negatywny, ste-
zenie fosfatazy alkaicznej w granicach normy
dla wieku. Stwierdzono takze obnizone stg-
zenie witaminy D. W badaniu bakteriologicz-
nym z gardla wyhodowano flore fizjologiczna.
Wykonano badania w kierunku reaktywnych
artropatii, wykluczajac etiologi¢ mykoplazma-



tyczna. Jednocze$nie otrzymano réwniez wy-
soko dodatnie miano przeciwcial przeciwko
Borrelia burgdorferii w klasie IgM i negatywne
w klasie IgG w tescie przeprowadzonym me-
toda ELISA. Zlecono oznaczenie przeciwcial
w klasie IgM testem potwierdzenia Western-
-blot, ktéry okazat sie by¢ pozytywny (4/7 pkt.)
W wykonanym zdjeciu rentgenowskim oraz
badaniu ultrasonograficznym stawéw biodro-
wych i jamy brzusznej nie wykazano niepra-
widlowosci. Wobec nasilonych dolegliwosci
boélowych i zaburzen funkcji stawu biodrowego
oraz otrzymanych wéwczas nieprawidtowych
wynikow badan, rozpoznano u dziecka infek-
cje boreliozowa, do leczenia wlaczono amok-
sycyling w dawce 50 mg/kg w 2 dawkach po-
dzielonych wedlug standardéw leczenia oraz
leczenie przeciwzapalne na state. W kolejnych
dobach leczenia kontrolne wskazniki zapalne
nieznacznie si¢ obnizyly (CRP 64,5 mg/l, OB
50 mm/h), pacjentka nie goraczkowata, a ob-
jawy bolowe zmniejszyly si¢, uzyskano takze
niewielka poprawe w zakresie chodu. Dziec-
ko wypisano w siédmej dobie hospitalizacji
z zaleceniami kontynuacji antybiotykoterapii
i ibuprofenu przez okres 3 tygodni. W trakcie
antybiotykoterapii ambulatoryjnej obserwo-
wano przejSciowa poprawe, z redukcja dole-
gliwosci bolowych i stopnia utykania, jednak
nie na dhugo.

Po okresie 2 tygodni stosowania zaleconej
terapii po przejSciowym okresie zmniejszenia
dolegliwosci dziewczynka zacze¢ta ponownie
utyka¢ na lewa noge oraz zglaszaé wicksze
nasilenie dolegliwosci bdélowych okolicy le-
wego biodra i towarzyszace okresowe bole
kolana lewego. Z tego powodu lekarz pierw-
szego kontaktu skierowat pacjentke do szpi-
tala po raz drugi. Z powodu deklarowanych
przy przyjeciu nasilonych dolegliwosci lewego
biodra uniemozliwiajacych prawidlowe obcia-
zanie koficzyn dolnych i podejrzenia nawrotu
zapalenia stawu biodrowego pacjentke przyje-
to na oddzial pediatryczny szpitala, w ktérym
dziewczynka hospitalizowana byla réwniez za
pierwszym razem. Poglebiony wywiad ujawnit
upadek podczas jazdy na rowerze przed ty-
godniem oraz czgste korzystanie z trampoli-
ny, w zwiazku z czym podejrzewano nasilenie
objawOw w wyniku zmian urazowo-przeciaze-
niowych. W podstawowych wynikach badaf
laboratoryjnych ponownie otrzymano pod-
wyzszone wyktadniki stanu zapalnego, CRP
38,31 mg/l, OB 66 mm/h, przy prawidtowym
stezeniu prokalcytoniny, w morfologii krwi ob-
wodowej nadplytkowos$¢ oraz utrzymujace si¢

obnizone parametry czerwonokrwinkowe jak
podczas ostatniego pobytu na oddziale. Powto-
rzono badanie ultrasonograficzne stawdw bio-
drowych, jednak tym razem po stronie lewej
stwierdzono niewielki wysigk po stronie lewej,
bez odczynu zapalnego btony maziowej, nie
obserwujac innych patologii. Wobec trudno-
$ci w ustaleniu jednoznacznej przyczyny i sku-
tecznej redukcji objawéw matka zdecydowata
o wypisaniu dziecka ze szpitala w drugiej dobie
hospitalizacji. Zalecono leczenie przeciwza-
palne naproksenem w dawce 10 mg/kg 2 razy
dziennie przez okres 10 dni, kontrole wskaz-
nikéw zapalnych oraz poszerzenie diagnostyki
w razie utrzymywania objawow.

Po odstawieniu leczenia przeciwzapalne-
go obserwowano nawrd6t silnych dolegliwosci
boélowych okolicy lewego biodra oraz trudnosci
w poruszaniu si¢. Z powodu nasilania si¢ do-
legliwosci bélowych lewego biodra oraz zabu-
rzen chodu, matka zglosita si¢ z dzieckiem na
pilna konsultacj¢ w poradni reumatologiczne;j.
Z uwagi na nasilone dolegliwosci oraz podej-
rzenie zapalenia stawu biodrowego lekarz reu-
matolog niezwlocznie skierowat dziewczynke
do diagnostyki szpitalnej. Dziewczynka trafila
na oddziat autoréw pracy w nastgpnej dobie,
z niespelna 1,5-miesi¢gcznym wywiadem prze-
rywanych dolegliwosci bolowych okolicy lewe-
go biodra i utykaniem na lewa konczyna dolna.
Dodatkowo zglaszata okresowe bdle okolicy
lewego stawu kolanowego. Nie obserwowano
sztywnoSci porannej stawéw. Objawy bolowe
wystepowaly gléwnie podczas poruszania sig,
ale takze w spoczynku, réwniez w nocy, jednak
nie wymagaly wéwczas podazy lekow przeciw-
boélowych. Wywiad w kierunku urazu byt nieja-
sny, w kierunku spadku masy ciala oraz gora-
czek i wysypek byl negatywny. Poza leczeniem
boreliozy w ostatnim miesiacu, dziewczynka
dotychczas byla zdrowa, nie byla dtugotrwale
leczona. Z uwagi na czgste infekcje w przeszto-
§ci i stwierdzone alergie na roztocza kurzu do-
mowego i sier§¢ kota pozostawata pod opieka
poradni alergologicznej, ponadto okresowo
kontrolowana byta w poradni otolaryngolo-
gicznej z powodu podejrzenia niedostuchu.

Przy przyjeciu pacjentka w stanie
Srednim, cierpigca, o obnizonym nastroju, nie
goraczkowata, budowa ciala normosteniczna,
BMI 17,2 kg/m?, wzrost na poziomie 10 cen-
tyla, masa ciala migdzy 25. a 50. centylem.
W badaniu fizykalnym zauwazalna niewielka
asymetria obrysu ciata w okolicy miednicy oraz
réznica w spoistoSci tkanek obreczy biodrowe;j
miedzy lewa i prawa strona. W zakresie oce-
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ny narzadu ruchu dziewczynka prezentowala
chdd antalgiczny, z proba oszczedzania lewej
konczyny dolnej, ponadto stwierdzono istot-
ne bdélowe ograniczenie zgiecia i odwodzenia
w lewym stawie biodrowym podczas czynnego
i biernego ruchu koficzyna dolna lewa. Poza
wyzej opisanymi objawami, nie stwierdzono
ograniczenia zakresu ruchomosci i poszerzen
obryséw pozostatych stawéw. W ocenie ukta-
du krazenia poza nieznacznie podwyzszonym
ci$nieniem krwi (128/95 mm Hg) nie byto od-
chylefi. W badaniu palpacyjnym jamy brzusz-
nej nie stwierdzono powigkszenia watroby
i §ledziony, zaznaczona byla bolesnos$¢ uci-
skowa jamy brzusznej w okolicy lewego dotu
biodrowego przy giebokiej palpacji, przy nie-
obecnych objawach otrzewnowych i oporach
patologicznych. W ocenie uktadu oddechowe-
go pacjentka prezentowata powickszone mig-
datki podniebienne, lekko zaczerwienione tuki
podniebienno-gardtowe, a nad polami ptucny-
mi stwierdzono symetryczny szmer pecherzy-
kowy i obustronnie jawny wypuk. Obwodowe
wezly chlonne byly niepowigkszone, skora bla-
da, niezmieniona.

Wsrdd nieprawidlowos$ci w wykonanych
badaniach laboratoryjnych stwierdzono utrzy-
mujace si¢ podwyzszone wyktadniki stanu za-
palnego: CRP 55 mg/l, OB 36 mm/h, w mor-
fologii krwi nieznaczna leukocytoze 12,11 tys./
ul (norma laboratoryjna wieku do 11,7 tys./ul)
z neutrofilia i trombocytoza (438 tys./ul), MCV
ponizej dolnej granicy normy przy prawidlo-
wych pozostalych parametrach czerwonokr-
winkowych, ponadto stwierdzono niewielka
hiperurykemi¢ 321,84 umol/l. Transaminazy
i GGTP oraz parametry nerkowe pozostawaty

w zakresie wartoSci referencyjnych. Profil hor-
monalny tarczycy wykazal eutyreozg. Ozna-
czany czynnik reumatoidalny (RF, rheumatoid
factor) byt ujemny, stezenie LDH, fosfatazy
alkaicznej, witaminy D oraz jonogram réw-
niez byly w normie. W zakresie oceny przyczyn
zakaznych wykluczono zakazenie HBV oraz
ponownie oznaczano badania w kierunku bo-
reliozy. W otrzymanych wynikach stwierdzono
bardzo wysoko dodatnie miano przeciwciat
w klasie IgM i negatywne w klasie IgG wykona-
nych testem immunoenzymatycznym (ELISA).
Test potwierdzenia Western-blot byt w trakcie
analizy. Cze$¢ badan laboratoryjnych, w tym
wickszo§¢ w kierunku reaktywnych artropatii
oraz genetyczne na obecno$¢ antygenu HLA
B27, a takze miano przeciwcial przeciwjadro-
wych (ANA), pozostawaly jeszcze woéwczas
W oznaczeniu.

Diagnostyke obrazowa rozpoczeto od wy-
konania badania ultrasonograficznego (USG)
stawéw biodrowych. Badanie ujawnito asy-
metri¢ w zakresie panewek kosci biodrowych
z nieréwnym przebiegiem okostnej brzegu
panewki po stronie lewej oraz obrzekiem tka-
nek miekkich okolicy panewki z poszerzeniem
mi¢énia biodrowo-ledZwiowego wraz z nie-
jednorodnym echogramem tkanek okolicz-
nych przy braku wysieku w stawie po tozsame;j
stronie, podczas gdy obraz ultrasonograficzny
po stronie prawej nie wykazal zadnej patolo-
gii (ryc. 1-3). Ujawniony niepokojacy obraz
zmian okolicy biodrowej z patologia w zakresie
talerza kosci wskazal pilng pogtebiona diagno-
styke obrazowa tej okolicy. Zlecono wykona-
nie w trybie pilnym badanie tomografii kom-
puterowej miednicy i stawéw biodrowych ze

Rycina 1. USG okolicy stawu biodrowego lewego pacjentki z widoczng osteolizg i zaburzeniem struktury migsnia biodrowo-lgdzwiowego
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Rycina 2. USG lewego stawu biodrowego pacjentki z uwidocznionym nierownym przebiegiem okostnej brzegu panewki po stronie
lewej oraz obrzekiem tkanek migkkich okolicy panewki

Rycina 3. USG okolicy prawego i lewego stawu biodrowego pacjentki z istotnym zaburzeniem echogramu tkanek

Rycina 4A i B. Rekonstrukcija tréjwymiarowa obrazu uzyskanego w badaniu tomografii komputerowej
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Rycina 5. Obraz tomografii komputerowej pacjentki z widocz-
ng osteolizg i patologiczng masg tkankowg

wzmocnieniem kontrastowym i rekonstrukcja
obrazu w 3D (ryc. 4A i B).

Obraz tomograficzny ukazal nieregu-
larna gtéwnie osteolityczna zmiang typu per-
meacyjnego na obszarze okoto 77 X 50 mm
w obrebie przedniej czegsci talerza biodrowego
i §rodkowo-bocznej czesci trzonu kosci bio-
drowej po stronie lewej. Zmiana odznaczata
si¢ wielomiejscowym odczynem okostnowym
o typie Scieficzenia i odcinkowo przerwania
warstwy korowej, z obecnoScia trdjkata Cod-
mana i spikul z towarzyszacymi nieregularny-
mi ogniskami osteosklerozy i masa tkankowa
z obszarami o charakterze zmian martwiczo-
-obrzgkowych, przylegajaca do wewnetrznej
i zewnetrznej powierzchni talerza biodrowego
oraz do zewnetrznej powierzchni trzonu kosci
biodrowej z naciekaniem mieéni posladkowych
§redniego i matego oraz zwapnieniami (ryc.
5-6). Osteoliza obejmowata réwniez boczna
czeS¢ stropu panewki stawu biodrowego po-
wodujac znaczne Scieficzenie warstwy korowej
koSci biodrowej, co widoczne bylo réwniez
w obrazach ultrasonograficznych (poréwnaj
ryc. 1, 2 oraz 4, 7). Ponadto stwierdzono nie-
wielka ilo§¢ plynu migedzypetlowo w miednicy
mniejszej, wezly chtonne w zakresie dostgpnym
badaniu nie byly powigkszone. Obraz zmiany
w caloS$ci odpowiadat procesowi rozrostowemu
kosci biodrowej, jednak wymagat r6znicowania
miedzy migsakiem Ewinga a osteosarcoma.

W wykonanym zdjeciu radiologicznym
klatki piersiowej opisano owalny ciefi wielko-
§ci 10 X 4 mm w polu dolnym pluca lewego
w okolicy kata przeponowo-zebrowego mo-
gacy odpowiada¢ zmianie przerzutowej, a po
doktadnej analizie zauwazono réwniez drugi
nieco wigkszy ciefi owalny w polu srodkowym

Forum Reumatologiczne 2020, tom 6, nr 1

Rycina 6. Obraz tomografii komputerowej pacjentki z widocz-
ng osteolizg i patologiczng masg tkankowa, a takze asymetrig
obrysu prawej i lewej strony ciafa

Rycina 7 Radiogram klatki piersiowej z cieniami owalnymi
(strzatki)

ptuca lewego (ryc. 7 strzalki). Badanie ultra-
sonograficzne jamy brzusznej wykazato mier-
ne powiekszenie watroby z niejednorodnym
echogramem miazszu oraz duzym obrzekiem
okotonaczyniowym. Dziecko i rodzicéw objeto
opieka psychologa i w piatej dobie hospitaliza-
cji w osrodku przekazano do dalszej diagnosty-
ki i leczenia w Klinice Onkologii i Hematolo-
gii. W otrzymanych po wypisie wynikach badan
watpliwe byly réwniez przeciwciala w klasie
IgM w kierunku Yersinia enterocolitica. Otrzy-
mano natomiast negatywne wyniki testu We-
stern-blot na obecno$¢ przeciwcial w prze-
ciwko kretkom Borrelia w klacie IgM oraz
wykluczono zakazenia Chlamydia trachomatis
i Mycoplasma pneumoniae. Nie stwierdzono
takze obecnos$ci ANA i antygenu HLA B27.
W Kilinice Onkologii wykonano bada-
nie histopatologiczne wycinka pobranego ze
zmiany guzowatej z typowaniem genetyczno-



Rycina 8. Obraz histopatologiczny migsaka Ewinga

-molekularnym oraz trepanobiopsje szpiku
kostnego. Poszerzono diagnostyke obrazowa
0 rezonans magnetyczny miednicy, tomogra-
fie komputerowa mozgowia, jamy brzusznej
i miednicy mniejszej, klatki piersiowej oraz
badanie scyntygraficzne z wykorzystaniem
Tc99m i PET/CT. Ostatecznie rozpoznano
miesaka Ewinga z translokacja EWSR 1 i roz-
siewem do pluc, bez zajecia innych koSci, szpi-
ku czy narzadéw jamy brzusznej oraz mdzgu.
Dziewczynke zakwalifikowano do chemio-
terapii przedoperacyjnej wedlug schematu
EWING 2008 obejmujacej 6 cykli w odstepach
21-dniowych opartej na winkrystynie, ifosfami-
dzie, doksorubicynie i etopozydzie. Aktualnie
pacjentka pozostaje w trakcie chemioterapii
indukcyjnej i porusza si¢ na wézku inwalidz-
kim. Jej catkowita droga od pierwszych obja-
wow do postawienia rozpoznania trwala okoto
10 tygodni.

DYSKUSJA

Utykanie jest to zaburzenie prawidlowe-
go dla danego wieku wzorca chodu charakte-
ryzujace si¢ chodem wysitkowym, przerywa-
nym, niesymetrycznym. Jest ono najczesciej
objawem ostro przebiegajacych, nabytych
patologii, gléwnie urazéw, objawiajacych si¢
bélem przynajmniej w poczatkowym okre-
sie choroby. W czesci przypadkéw moze byé
rowniez efektem nieprawidtowych proceséw
zachodzacych prenatalnie, w tym choréb ge-
netycznych i ujawnia¢ si¢ z biegiem lat, kiedy
dziecko zaczyna pionizowa¢ si¢ i samodzielnie
chodzi¢. Utykanie wynika zatem z odczuwa-
nych przez pacjenta dolegliwosci bélowych, ale
takze znieksztalcen ciata czy ostabienia mie$ni,
bedac wyrazem patologii w zakresie jednego
lub kilku z wielu czynnikéw odpowiadajacych

za prawidlowa lokomocj¢ i kontrolg postawy
ciata, w tym uktadu kostno-stawowego, mig-
$niowego, a takze obwodowego i o§rodkowego
uktadu nerwowego [1-4].

Przyczyn tych patologii jest bardzo wiele,
jednak w trakcie diagnostyki nalezy w pierw-
szej kolejnosci wykluczy¢ przyczyny najczesciej
wystepujace w wieku rozwojowym, jakimi sa
zmiany urazowo-przeciazeniowe, a w nastep-
nej kolejnosci infekcyjne. Nalezy wnikliwie
obserwowac pacjenta, skrupulatnie zebraé wy-
wiad i jak najdokladniej przeprowadzi¢ petne
badanie fizykalne, a w dalszej kolejnoSci za-
planowac odpowiednia diagnostyke laborato-
ryjng i obrazowa. Niezwykle wazne jest, by nie
przeoczy¢ tych schorzen, ktérych opdznione
rozpoznanie moze przyczynic si¢ do znacznego
pogorszenia rokowania i stanu pacjenta [5-8].

Poszukujac odpowiedzi na pytanie, co do-
lega opisywanej przez autoréw pacjentce, nale-
zy mie¢ Swiadomosé, ze nie wszystkie jednostki
chorobowe mozna z réwna czestoscia spotkac
w kazdej grupie wickowej (tab. 1). Przykla-
dem moze by¢ zluszczenie glowy kosci udowe;j
charakterystyczne dla chlopcéw po 11. roku
zycia czy jalowa martwica glowy koSci udowej,
czyli choroba Legga-Calvego-Perthesa, kto-
ra typowo spotyka si¢ miedzy 4. a 10. rokiem
zycia. O procesach rozrostowych nalezy pa-
mietac szczeg6lnie w przedziale wieku migdzy
4. a 10 rokiem zycia. Moga to by¢ guzy o§rod-
kowego ukladu nerwowego, bialaczki, a takze
nowotwory tkanek migkkich oraz uktadu kost-
nego, jak u opisywanej pacjentki.

U przedstawionej w niniejszej pracy pa-
cjentki rozwinatl si¢ nowotwoér z grupy Ewing
Family of Tumors (EFTs). Jest to guz skladaja-
cy si¢ z drobnych okragtych, niskozréznicowa-
nych komérek [9-12]. W sktad EFTs wchodza:
— migsak Ewinga kosci (skeletal Ewing sar-

coma),

— migsak Ewinga — posta¢ pozakostna

(extraskeletal Ewing sarcoma),

— prymitywny guz neuroektodermalny
(PNET),
— neuroepithelioma,

— guz Askina — migsak Ewinga §ciany klat-
ki piersiowej,
— atypowa postac¢ migsaka Ewinga.

Ich wspdlna cecha jest podobny obraz
mikroskopowy, charakteryzujacy si¢ obecno-
§cia malych okraglych niebieskich komdrek
o niskim stopniu zréznicowania (ryc. 8) oraz
obecna w kazdej z odmian translokacja t (11;
22), wystepujaca w okoto 90-95% przypadkow.
Powoduje ona przeniesienie genu FLII (friend
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Tabela 1. Podziat przyczyn zaburzen chodu w zalezno$ci od wieku

Bolesne Niebolesne
1.-3.r2 Osteomyelitis, septyczne zapalenie stawu Rozwojowa dysplazja stawu biodrowego
Przejsciowe 1-stawowe zapalenie btony maziowej | Zaburzenia nerwowo-migsniowe (MPD)
Ztamania ,matych dzieci” Nierdwnosc¢ koriczyn dolnych
Zapalenie krazkow miedzykregowych
Procesy ztosliwe
Zaburzenia reumatyczne
Zespot dziecka maltretowanego
Procesy ztosliwe
4-10.rz. | Osteomyelitis, septyczne zapalenie stawu, zapalenie | Osteomyelitis, septyczne zapalenie stawu, zapalenie
miesni miesni
Przejsciowe 1-stawowe zapalenie btony maziowej Przejsciowe jednostawowe zapalenie bfony mazio-
Urazy i zmiany przecigzeniowe wej
Zaburzenia reumatyczne Uraz
Zapalenie krazkéw miedzykregowych Zaburzenia reumatyczne
Procesy ztosliwe Zapalenie krazkéw miedzykregowych
Procesy ztosliwe
> 10.rz. Osteomyelitis, septyczne zapalenie stawu Ztuszczenie glowy kosci udowej: przewlekte, stabilne
Urazy i zmiany przecigzeniowe Rozwojowa dysplazja stawu biodrowego: dysplazja
Zaburzenia reumatyczne panewkowa
Ztuszczenie glowy kosci udowej: ostre, niestabilne | Nierowno$¢ konczyn dolnych
Procesy ztosliwe Zaburzenia nerwowo-migsniowe

leukemia insertion) zlokalizowanego pierwot-
nie na chromosomie 11 w okolice genu EWS
(Ewing Sarcoma) lezacego na chromosomie
22. Gen FLII bierze udziat w regulacji ak-
tywnoSci innych genéw. Funkcji genu i biatka
EWS dotychczas jednoznacznie nie okreslono,
wiadomo, ze fuzja genéw EWS/FLI1 powoduje
ekspresj¢ biatka zaangazowanego w onkoge-
nez¢ migsaka Ewinga [13, 14].

Migsak Ewinga (ES) najczesciej jest spo-
tykany u oséb migdzy 10. a 20 rokiem zycia,
czesciej u chtopcédw rasy biatej. Po osteosarco-
ma (OS) jest on drugim co do czestosci ztosli-
wym nowotworem koSci spotykanym u dzieci
(OS 56%, ES 34%). W Polsce roczna zapadal-
nos$¢ w populacji pediatrycznej ksztattuje si¢ na
poziomie od 1,6 do 2,9 przypadkéw na 1 mi-
lion, a wigc 20-25 nowych chorych. Niestety, az
u ponad potowy pacjentéw w momencie rozpo-
znania stwierdza si¢ zmiany przerzutowe, kto-
rych najczestsza lokalizacja sa ptuca, kolejno
inne kosci, wezly chtonne i szpik kostny [15-19].

Kostna posta¢ ES stanowi 87% przypad-
kéw i umiejscawia si¢ najczesciej w koSciach
dhugich (ko$¢ udowa i ramieniowa) i miednicy,
ale moze pojawic si¢ takze w innych koSciach,
na przyklad kregostupie, zebrach czy czasz-
ce. Klinicznie migsak Ewinga przebiega pod
maska zapalna, dlatego czesto jego objawy
sugeruja mylne rozpoznanie zapalenia koSci
i szpiku czy zapalenie stawu [4, 17]. PoSrod
najczestszych objawéw wymienia sig:
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— miejscowy bol i obrzek,
— utykanie wywolane bdlem,
— goraczke,

— zmgczenie,

— utrate masy ciala,

— hiperleukocytoze,

— podwyzszony OB,,

— zlamania patologiczne.

Posréd badan laboratoryjnych o najwiek-
szym znaczeniu diagnostycznym, ale takze
rokowniczym wymienia si¢ morfologie krwi,
dehydrogenaze mleczanowa (LDH) oraz
wskazniki zapalne, a szczegdlnie OB (odczyn
Biernackiego, ESR [erythrocyte sedimentation
rate]). Leukocytoza i podwyzszone wskazniki
zapalne sa czgstym objawem choroby, jednak
nieswoistym i kojarzonym przede wszystkim
z toczacym si¢ stanem zapalnym. W morfologii
poza leukocytoza spotyka si¢ takze anemig.

Rokowanie zalezy przede wszystkim od
obecnosci przerzutéw odleglych w momencie
rozpoznania. Ponadto czynnikami decydujacy-
mi o zlym rokowaniu sa:

— ple¢ meska,
— wiek ponizej 12 lat,
— duza wielko$¢ guza w momencie zdiagno-

zowania (> 200 ml),

— pierwotna lokalizacja guza w obrebie ko-

Sci miednicy,

— niedokrwisto$¢,
— podwyzszone stezenie dehydrogenazy
mleczanowej we krwi,



— stosowanie tylko radioterapii miejscowej,
— staba odpowiedz na cytostatyki.

Rozpoznanie w guzie koSci opiera si¢
w pierwszej kolejnosci na diagnostyce obra-
zowej (RTG, CT) bolesnej czy obrzgknigtej
okolicy oraz niekiedy USG jak w opisywanym
przypadku. Nastepnie wykonuje si¢ MRI ce-
lem okreslenia dokladnej wielkoSci zmiany,
jej granic i stopnia naciekania otaczajacych
tkanek. Ma to znaczenie dla oceny mozliwo-
Sci i zakresu przeprowadzenia zabiegu opera-
cyjnego, a takze do poréwnania z pdzniej po-
wtarzanymi badaniami, stopnia odpowiedzi na
chemioterapi¢ indukcyjna. Celem okreSlenia
doktadnego typu guza wykonuje si¢ biopsje
— pobranie wycinka do badania histopatolo-
gicznego i wymaganej oceny mikroskopowej,
immunohistochemicznej i cytogenetycznej.
Jednocze$nie przeprowadza si¢ szczegétowa
diagnostyke obrazowa celem okreSlenia obec-
nosci przerzutéw i stagingu, poniewaz obec-
no$¢ przerzutéw w momencie rozpoznania jest
najwazniejszym czynnikiem rokowniczym mig-
saka. W tym celu przeprowadza si¢ badanie
tomograficzne lub PET/CT klatki piersiowe;j
i rezonans magnetyczny glowy. W celu odnale-
zienia drobnych przerzutéw w obrebie catego
ciata wykorzystuje si¢ scyntygrafie, a obecnie
czgéciej MRI whole body jako metode o lep-
szej skutecznosci.

Leczenie opiera si¢ w pierwszej kolejno-
Sci na indukcyjnej chemioterapii neoadjuwan-
towej wedtug schematu EWING 2008 obejmu-
jacej 6 cykli w odstgpach 21-dniowych opartej
na winkrystynie, ifosfamidzie, doksorubicynie
i etopozydzie. Nastgpnie przeprowadza sie
zabieg operacyjny polegajacy na usunigciu
guza z odpowiednim marginesem w przypad-
ku guzéw operacyjnych. W miar¢ mozliwoSci
przeprowadza si¢ zabieg oszczedzajacy z re-
konstrukcja ubytku za pomoca endoprotezy
lub przeszczepu kosci. Rzadziej proponowa-
ne sa zabiegi okaleczajace. Nastgpnie stosuje
si¢ chemioterapi¢ uzupehiajaca na podstawie
8 kursow z zastosowaniem winkrystyny, akty-
nomycyny D i ifosfamidu Iub cyklofosfamidu
w zaleznoSci od plci pacjenta, pierwotnego
zaawansowania choroby oraz odpowiedzi na
zastosowane leczenie. Chemioterapia czgsto
potaczona jest z radioterapia w przypadku
pierwotnie duzego guza, okreS§lonej jego loka-
lizacji (kregostup, miednica, czaszka) czy nie-
doszczgtnego usuniecia guza i obecnosci nie-
operacyjnych przerzutéw. Dodatkowo w tym
czasie w zalezno$ci od obecnoS$ci przerzutéw
odleglych proponuje si¢ ich operacyjne usu-

ni¢cie, ktére daje szczegblnie dobre rezultaty

w przypadku przerzutéw ptucnych [20, 21].
Wskaznik przezywalnoSci wzrést od

1975 do 2010 roku o ponad 50% i wynosi

w 5-letniej obserwacji okoto 60-78%, w zalez-

nosci od wieku. W badaniu opublikowanym

w 1999 roku przez European Intergroup Co-

operative Ewing’s Sarcoma Study (EICESS)

wskaznik 3-letniego przezycia u oséb z gu-
zem zlokalizowanym wynosit 66%, u chorych

z przerzutami do ptuc 43%, a w przypadku

choroby rozsianej tylko 29%. Polski Krajowy

Rejestr Nowotworéw podaje odpowiednio

45% 120% [20-23].

U opisywanej pacjentki podejrzewano
zapalenie stawu biodrowego, co z uwagi na
maske zapalng czgsto zdarza si¢ w przypadku
miesaka Ewinga. W wyniku prowadzonej dia-
gnostyki pierwotnie rozpoznano u niej stawo-
wa postac boreliozy.

Borelioza z Lyme jest choroba wywoly-
wang przez kretki Borrelia burgdorferi sensu
lato (w Polsce sa to: B. burgdorferi, B. garinii,
B. afzelii), przenoszone przez kleszcze Ixo-
des. Obraz kliniczny wiaze si¢ z zajeciem skory,
stawéw, uktadu nerwowego i serca. Podstawa
rozpoznania jest obecnos$¢ jednego z wymie-
nionych objawdéw:

— rumieh wedrujacy (rumien pelzajacy
[EM, erythema migrans]),

— Borrelial lymphocytoma (BL),

— przewlekle zanikowe zapalenie skory
koficzyn (ACA, acrodermatitis chroni-
ca atrophicans),

— zapalenie stawéw (LA, Lyme arthritis),

— zapalenia migénia sercowego (LG,
Lyme carditis),

— neuroborelioza.

Rozpoznanie boreliozy (z wyjatkiem
obecnosci rumienia wedrujacego) wymaga po-
stepowania dwuetapowego.

I.  Nalezy wykaza¢ obecno$¢ swoistych prze-
ciwciat IgM lub IgG (w zaleznoSci od po-
staci klinicznej) metoda immunoenzyma-
tyczng (ELISA).

II. U chorych z wynikami dodatnimi lub wat-
pliwymi nalezy wykona¢ oznaczenia tech-
nika Western-blot.

Oba testy wzajemnie si¢ uzupetniaja.
Pierwsza metode (ELISA) cechuje wysoka czu-
08¢ i niska swoistos¢, druga technika — We-
stern-blot, odznacza si¢ wysoka swoistoscia,
ale nizsza czuloscia. Przeciwciata klasy IgM
wykrywa si¢ juz w 2. tygodniu choroby, jed-
nak przewaznie dopiero po kilku tygodniach.
W stadium wczesnym, w razie pozytywnego te-
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stu immunoenzymatycznego i ujemnego We-
stern-blot, nalezy rozwazy¢ powtdrzenie tego
ostatniego po uplywie 2—4 tygodni. U chorych
z rumieniem wedrujacym rozpoznanie bore-
liozy opiera si¢ jedynie na obrazie klinicznym,
poniewaz badania serologiczne sg wowczas
bardzo czg¢sto ujemne. Przeciwciata klasy IgM
moga by¢ wykrywane nawet przez wiele lat bez
wzgledu na skuteczno$¢ eliminacji zakazenia,
ale moga tez zanikna¢ spontanicznie lub pod
wplywem leczenia. PéZne stadium boreliozy
charakteryzuje zazwyczaj obecno$¢ przeciwciat
w klasie IgG. Zdarzaja si¢ takze wyniki fatszy-
wie dodatnie powodowane choroba autoim-
munologiczna, zakazeniem wirusami z rodziny
herpesvirideae, na przyklad EBV czy innymi
kretkami. Sam dodatni wynik badania sero-
logicznego bez Kklinicznych objawow typowych
dla boreliozy z Lyme nie moze by¢ podstawa
rozpoznania i wlaczenia leczenia [24, 25].

Z uwagi na nieswoiste wyniki nie wyko-
nuje si¢ badah plynu stawowego, wykazuje
ono jedynie obecno$é do 50 tys. leukocytow/ul
z przewaga neutrofiléw i podwyzszone steze-
nie biatka. We wczesnym stadium (do 6 mie-
siecy od zakazenia) stawowej postaci boreliozy
(bo taka podejrzewano u opisywanej pacjent-
ki) w surowicy pacjenta stwierdza si¢ obecnos$c¢
przeciwciat klasy IgM, a sama choroba przy-
biera forme¢ wedrujacych boléw kosci, stawow,
miesni i Sciegien pojawiajacych si¢ w okresie
kilku tygodni od zakazenia.

Nawracajace lub przewlekle zapalenie
stawow, a takze nawracajace bole kostne, sta-
wowe lub tkanek okotostawowych to formy
kliniczne pdZnej postaci choroby ujawniajace
si¢ przez miesiagce lub lata z dlugimi okre-
sami samoistnych remisji, zwykle w ciagu
dwoch lat po zakazeniu. Charakteryzuja si¢
wystepowaniem asymetrycznych dolegliwo-
Sci bolowych zajetych okolic i najczeSciej
dotycza stawoéw kofczyn, a wowczas poza
boélem, zauwazalne sg tez inne cechy stanu
zapalnego, jak obrzek, wzmozone ucieplenie
i zaczerwienienie. Objawy nasilaja si¢ z na-
rastaniem wysigku w stawie oraz przy po-
ruszaniu koficzyna. W 90% dotycza stawéw
kolanowych, rzadziej innych duzych stawéw
koficzyn, sporadycznie obejmuja stawy skro-
niowo-zuchwowe i drobne stawy rak i stop.
Epizody zaostrzefi moga by¢ wielokrotne,
przerywane okresami remisji i wykazuja ten-
dencje¢ do samoistnego ustgpowania. Ponad-
to u 40% chorych z rumieniem wedrujacym
wystepuja objawy grypopodobne i boéle sta-
woéw, ktore zwykle ustepuja samoistnie.
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W leczeniu stosuje si¢ antybiotykoterapi¢
przez przynajmniej 21 dni, ktéra dobiera sie
w zaleznoSci od postaci klinicznej choroby i to-
lerancji przez pacjenta, a obejmuje ona przede
wszystkim: doksycykling (> 12 rz.), amoksycy-
ling, cefuroksym, ceftriakson lub cefotaksym.
W przypadku pierwszego rzutu zapalenia sta-
wow w przebiegu boreliozy stosuje si¢ gtéwnie
amoksycyline w dawce 50 mg/kg w 2 dawkach po-
dzielonych przez okres 14-28 dni. Brak jest pod-
staw naukowych do stosowania wielomiesigcznej
antybiotykoterapii, a takze wielokrotnego po-
wtarzania kuracji. Natomiast badan serologicz-
nych nie wykorzystuje si¢ do oceny skutecznosci
leczenia, ktéra odbywa si¢ jedynie na podstawie
dynamiki obrazu klinicznego [24, 25].

W przypadku nieskutecznej 2-krotnej
antybiotykoterapii, przeprowadzonej zgodnie
z zaleceniami, nalezy poszukiwaé innej przy-
czyny dolegliwosci, a w leczeniu zastosowac
niesteroidowe leki przeciwzapalne lub inna
terapi¢ objawowa.

PODSUMOWANIE

Na podstawie przeprowadzonej wnikliwej
analizy mozna stwierdzi¢, ze opisywana pa-
cjentka mimo dodatnich wynikéw badan sero-
logicznych w kierunku boreliozy nie spetniata
jednoznacznie kryteridw rozpoznania tej cho-
roby. Poza dodatnimi wynikami testéw, w po-
staci wezesnej z zajeciem stawow, kosci, mig$ni
czy Sciegien obserwowano takze wedrujace do-
legliwosci bolowe, to znaczy obejmujace rdzne
okolice, a nie wylacznie jeden staw. W postaci
poZnej natomiast dodatnie sa zwykle przeciw-
ciala w klasie IgG, ktére w omawianym przy-
padku byly niskie, a zapalenie stawOw poprze-
dzaja nawrotowe dolegliwoéci. Z uwagi na
szybki wypis z oddziatu na zadanie matki pod-
czas drugiej hospitalizacji, nie udato si¢ wow-
czas zweryfikowaé pierwszego rozpoznania, co
nastapito dopiero w trakcie pobytu oddziale
autoréw niniejszej pracy. Wysunigte pierwot-
nie podejrzenie zapalenia stawu biodrowego
potwierdzilo natomiast czgsto obserwowane
zwodnicze oblicze zapalne migsaka Ewinga.

Powyiszy przypadek mial na celu uka-
zanie pulapek i trudno$ci diagnostycznych,
z jakimi borykaja si¢ lekarze, do ktérych tra-
fia pacjent z problemem utykania. Opisywana
dziewczynka byla pacjentka II Oddziatu Kli-
nicznego Dzieci Starszych z Pododdziatami
Reumatologii i Neurologii Wojewddzkiego
Specjalistycznego Szpitala Dzieciecego im. §w.
Ludwika w Krakowie w sierpniu 2018 roku.
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