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¢ Hlavni stanovisko prace

i Cilem prace je predstavit kazuistiku typického

¢ nalezu vzacného onemocnént chronické reku-

¢ rentni multifokdlni osteomyelitidy na zobrazo-
: vacich metodach.
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i tida - kazuistika vzacné&jsiho onemocnéni
i nazobrazovacich metodach

i Chronickd rekurentni multifokalni osteomyeli-

: tida patfi mezi vzdcné autoinflamatorni one-

¢ mocnénf déti a adolescentd. Cesta ke stanovent
diagnézy je obtiznd a zdlouhava. K tomu

i pfispivaji davody, jako jsou vzdcnost vyskytu,
nespecifické klinické potize, nejcastéji bolest

: aotok kloub(i, a hlavné zatim neexistujici

¢ konsenzus diagnostickych kritérif. Proto se tato
diagndza casto stanovuje per exclusionem.

iV diagnostickém procesu ma nezastupitelnou

i roli celotélové MR, které stanovuje rozsah

i postizeni, na naslednych kontrolach sleduje
aktivitu nemoci, komplikace a odezvu lécby.

: Klicova slova: CRMO, déti, nebakterialni osteo-
¢ myelitida, vzacna kostni onemocnéni.
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Chronicka rekurentni multifokalni
osteomyelitida (CRMO) patfi mezi re-
lativné vzdcna kostni onemocnéni déti

a adolescentd. Dle literatury se preva-
lence pohybuje kolem 1az 2 : 1 000 000

Major statement

The goal of this paper is to present a case
report of a typical radiology findings of a rare
chronic recurrent multifocal osteomyelitis.

SUMMARY

Kothaj D, Piskovsky T, Hanzlikova P. Chronic
recurrent multifocal osteomyelitis - a case
report of a rare disease on imaging methods

Chronic Recurrent Multifocal Osteomyelitis is

a rare autoinflammatory disease in children and
adolescents. The path to diagnosis is difficult and
lengthy, due to factors such as its rarity, non-
specific clinically symptoms (most commonly
asjoint pain and swelling), and mainly because
there is no existing consensus on diagnostic
criteria. Therefore, this diagnosis is made by ex-
clusion. In the diagnostic process, MR, especially
whole-body MR imaging plays an irreplaceable
role, as it determines the extent of the disease,
tracks its activity, complications, and response to
treatment on follow-up imaging.

Key words: CRMO, children, rare bone diseases,
non-bacterial osteomyelitis.

aincidence priblizné 1: 1000 000 (1).
Vrchol ndstupu tohoto onemocnénije
mezi 7. az 12. rokem Zivota, s pramér-
nym vékem kolem 10 let (2). Vzhledem
k raritnimu vyskytu, relativné variabiln{
zdvaznosti klinickych ptiznak( a zatim



neexistujicimu konsenzu diagnostic-
kych kritérif (diagndza se stanovuje per
exclusionem) se predpoklada, ze cast
pacient(, zejména s lehkym klinickym
pribéhem, neni spravné diagnostikova-
na. Primérnd doba stanoveni diagndzy
se pohybuje kolem 1 roku (3). Patofy-
ziologie vzniku onemocnéni neni zcela
znama. CRMO je povazovdno za autoin-
flamatorni onemocnéni (2, 4). Existuje
asociace s dalSimi zanétlivymi a auto-
imunitnimi stavy, jako jsou ankylozujici
spondylitida, nespecifické strevni zané-
ty (IBD), psoridza a SAPHO (synovitis,
acné, pustulosis, hyperostosis, osteitis).
Na SAPHO se nahlizijako na podobné
spektrum nemoci, postihujici zejména
dospélé jedince s dalsimi pridruzenymi
pfiznaky (5, 6). Do typického klinického
obrazu CRMO patfi bolest a otok postize-
né oblasti a omezeni hybnosti. Nejcastéji
jde o multifokalni postiZzeni's predilekci
na metafyzdch dlouhych kosti dolnich
koncetin (Casto s presahem na epifyzy),
dale klavikulach, panevnich kostech,
obratlech, vzacnéjii celisti (5). MR ma
nezastupitelnou roli v diagnostickém al-
goritmu, ktery umoznuje stanovit rozsah
postiZzeni. Na kontrolnich vysettenich
hodnoti vyvoj nemoci a odezvu na lécbu
v Case.

KAZUISTIKA

U 12letého aktivné sportujiciho pacien-
ta se od 6/2021 objevila bolest a mirny
otok pravého kotniku. Podstoupil orto-
pedické vysetreni, kde bylo doporuceno
dalsi sledovani. Stav byl pfiklddan vétsi
tréninkové zatézi po delsi dobé klidu

(z dGvodu predtim probihajici pande-
mie). Byla pouzita lokdlni nesteroidni
antiflogistika (NSAID) a potiZe v klido-
vém rezimu odeznély. 0d 8/2021 pfi
eskalaci sportovni zatéZe se opét objevil
otok a bolest pravého hlezna, tentokrat
jiz byla NSAID bez efektu. Probéhlo
dalsi ortopedické vysetfeni v rajonu
vcetné RTG pravého hlezenniho kloubu
(10/2021) (obr. 1), kde byly popsany
okrsky projasnéniv distdlni metafyze
tibie s jemné zahusténym obsahem. Pro
RTG nalez bylo doplnéno CT hlezennich
kloubdl (10/2021) (obr. 2), které potvr-
dilo strukturdlni prestavbu v distaln{
metafyze tibie oboustranné charakteru
mnohocetnych pseudocyst a sklerotic-
kou prestavbou, rovnéz byla patrnd po-
réza distalniho skeletu. Nasledovalo MR
vySetfeni pravého hlezna (12/11/2021)
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RTG snimek hlezenniho kloubu vlevo: ndlez pseudocystickych zmén a regionalni sklerotizace
naléhajici na distdlni metafyzu tibie vlevo v predozadni projekci (a) a bocni projekci (b)

Radiograph of the right ankle: finding of a radiolucent pseudocystic changes surrounded by
adjacent sclerosis in the distal metaphysis of the right tibia on frontal (a) and lateral (b) view

(obr. 3) popisujici v distdlni metafyze

i epifyze fibuly a tibie edematézni,
zanétlivé zmény charakteru osteomyeli-
tidy. Pro nové bolesti levého kolenniho
a hlezenniho kloubu v mezidobf byly
provedeny RTG snimky, které potvrzuji
obdobné strukturdlni zmény i na kon-
tralaterdlni strané. Cestou praktického
lékate pro déti a dorost (PLDD) byly
provedeny zdkladni laboratorni odbéry
s ndlezem mirné elevovaného CRP.
Posléze je pacient odeslan na revmato-
logické pracovisté nasi nemocnice k vy-
louceni revmatologické priciny. Pacient
podstupuje (21/12/2021, jiz v nasi ne-
mocnici) celotélovou scintigrafii skeletu
s doplnénim SPECT/LDCT. Vysledkem je
nespecificky nalez. Rovnéz byly pro-
vedeny rozsifené laboratorni odbéry,
které vykazuji elevaci FW (37/hodin),

CT hlezennich kloubi: nalez
pseudocystickych zmén a re-
gionalni sklerotizaci naléha-
jici na distalni metafyzy tibie
oboustranné, multiplandrni
rekonstrukce v korondrni
roviné

CT of ankle joints: finding

of pseudocystic changes and
regional sclerosis adjacent to
the distal metaphyses of both
tibias, multiplanar recon-
struction in the coronal plane

IgG 15,0 g/, pFi negativnim CRP,
ostatni parametry vcetné podrobnych
revmatologickych parametr( byly bez
vyraznéjsich pozoruhodnosti. V 1/2022
jejizvramci diferencialni diagnostiky
vyjadiena suspekce na CRMO. Posléze
(8/1/2022) dopliujeme celotélové MR
zobrazeni (Whole-body MR, WBMR),
kde je nalez osteomyelitidy v distalni
metafyze i epifyze femuru bilateralné,
proximalni metafyze a epifyze tibie
vpravo, v distalni meta- i epifyzach
tibie bilateralné (obr. 4 a 5) a proximal-
né na ulné vlevo (obr. 6). Rovnéz byl
patologicky vyssi signal v oblasti SIS
bilateralné. Nalez byl dale konzultovén
na externim pracovisti s doporucenim
provedeni biopsie, kde byl popsan lym-
foplazmocelularniinfiltrat s tim, Ze ob-
raz CRMO nevylucuje. Tim byly dovrseny
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diagnostické procesy a per exclusionem
byla stanovena diagnéza CRMO. Jesté
pfed zahajenim lécby bisfosfonaty
(ZOLEDRONIC ACID FRESENIUS KABI)
byla provedena denzitometrie s ndlezem
osteopenie (Z-score -1,7). K dnesnimu
dni byly podany tfi davky bisfosfonati
(4/2022,10/2022 a 4/2023), v mezi-
dobf byl lécen nizkymi davkami NSAID.
Na zavedené medikaci je chlapec zcela
bez bolesti ve skeletu. V ramci sledovani
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aktivity nemoci byla s odstupem pro-
vedena kontrolnif WBMR (1/2/2023),
kde byla patrnd regrese edému v oblasti
distalniho femuru vlevo, diskrétni pro-
grese edému distalniho femuru vpravo.
Jsou patrné eroze a okolni sklerotické
zmény oboustranné podél fyzarnich
Stérbin femuru i tibie. Rozsah edému

a erozi na distdlni tibii oboustranné se
podstatné nezménil. Diskrétné zre-
gredoval edém distalni fibuly vpravo.

MR vysetieni hlezenniho kloubu vpravo:
obraz kostniho edému a erozi v oblasti
distalni metafyzy tibie vpravo a edém pe-
rimaleoldrnich mékkych tkani na korondr-
niT1W (a); korondrni STIR (b) a sagitalni
STIR (c)

MRI examination of the right ankle
joint: shows bone edema and erosions in
the area of the distal metaphysis of the
right tibia and swelling of the perimalleo-
lar soft tissues in coronal T1-weighted
(a); coronal Short Tau Inversion Recovery
(STIR) (b), and sagittal STIR (c) images

Magneticka rezonance obou bérci:
typicky nalez kostniho edému a erozi v ob-
lasti distalni metafyzy obou tibif a femurd
s presahem na epifyzy, ddle na proximalni
epi- a metafyze tibie vpravo a edémem
okolnich mékkych tkani na koronarni STIR
(a) a korondrni TIW (b) reprezentujici
znamky osteomyelitidy

MRI of thighs: typical imaging finding of
bone marrow edema located in both distal
tibia and femurs crossing over to epi-
physis. Bone marrow edema is also seen
in proximal epiphysis and metaphysis of
the right tibia with the surrounding soft
tissue edema on coronal STIR (a) and TIW
(b) images representing osteomyelitis

Dalsi nové fokusy osteomyelitidy nebyly
prokazany. V planu je kontrolni WBMR
a revmatologickd kontrola v 9/2023.

DISKUSE

Inicialn klinické pFiznaky jako bolest
a otok kloubu jsou velice nespecifické
a neniv bézné praxi neobvyklé je pfisu-
zovat nadmérné fyzické zatézi. Proto se



mzZe stat, ze revmatologicka etiologie
potizi mGze byt zvazovana az po opako-
vanych kontrolach pfi neustupujicich kli-
nickych potizich nebo pfi neocekdvaném
nalezu na zobrazovacich metodach.

Ze zobrazovacich metod je v musku-
loskeletdlni problematice prosty
snimek témér vyhradné jako prvni
volba u vstupniho vysetfeni (7). Jeho
obrovskou vyhodou je ¢asova i ceno-
va dostupnost, zaroven je vétSinou
bolesti kloub( a koncetin, a to zejmé-
na traumata a degenerativni zmény
(7). Obecné se obraz kostniho zanétu
na skiagrafii projevuje jako fokalni
zvyseni transparence skeletu s moznym

zneostfenim nebo ztrdtou kontinuity
kortikalis a okolnim edémem mékkych
tkdni (1). V pripadé delSiho trvani
zanétlivého procesu mlze dochazet

ke sklerotické prestavbé, ktera se
projevuje snizenim transparence (,za-
husténim”) dané ¢asti kosti. V tomto
terénu Casto byvd i obraz pseudocys-
tickych projasnéni, které reprezentuji
pritomnost erozi (1). Nejvétsi nevyho-
dou skiagrafie je neschopnost zobrazit
zmény v inicidlnich stadiich onemocné-
ni (1). V pfipadé nasi kazuistiky jiz byly
rozvinuty strukturalni zmény na pro-
stém snimku, ktery vedl k doplnéni CT
hlezennich kloubd. Dané CT vysetfeni

v podstaté pouze potvrdilo a blize
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Magneticka rezonance obou femuri:
Casovy pribéh rozsahu kostniho edému

v oblasti distdlni metafyzy femuru vlevo
na vysetreni pred zahajenim [écby na TIW
(a); STIR (b); DWI (c); ADC mapé (d)

a po 2. cyklu bisfosfonatd na STIR (e)

MRI of both femurs: time evolution of the
extent of bone marrow edema in distal
metaphysis of the left femur before treat-
ment on TIW (a); STIR (b); DWI (c); ADC
(d) and partial regression after 2" cycle
of bisphosphonate treatment on STIR (e)

tomograficky pfiblizilo strukturalni
zmény na skeletu. Nejvétsi diagnosticky
pfinos sehrava MR, zejména na zobra-
zovani casnych zanétlivych zmén, jako
je kostni edém a zanétlivé zmény okol-
nich mékkych tkani. U naseho pacienta
jasné prokazalo znamky osteomyelitidy
a stanovilo rozsah postizeni okolnich
mékkych tkani, na zakladé kterého byl
dale pacient smérovan na revmatologii.
Na jejich zobrazeni se pouzivaji sek-
vence s vysokym signalem pro tekutiny
s potlac¢enim tuku (napf. Short-tau
Inversion Recovery - STIR), kde léze
jsou hypersignalni vici intaktni tkani
a patofyziologicky reprezentuji zvyseni
obsahu vody v ramci edému. Naopak
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intenzitu signdlu proti zdravé tkani.
T1 vazenad sekvence rovnéz poskytuje
lep$i hodnocenf erozi a sklerotizace
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skeletu (8). Mezi dal$i moznosti
zobrazovani edému kostni dfené patii
difuzné vazené sekvence (diffusion-
-weight imaging - DWI), kde léze maji

vétsinou vyrazné zvysené hodnoty
na ADC mapé (9-11).V piipadé podani
kontrastni latky (KL) se pouzivaji T1
vazené sekvence s potlacenim tuku (T1
FS), kde po podani dochazi ke zvyseni
signdlu v dané lézi. Existuje ndzor, Ze
u kontrolnich vysetfeni u stanovené
diagnézy CRMO neni podani kon-
trastni l[atky nutné (12). Vzhledem
k multifokalnimu charakteru postizeni
u CRMO md nezastupitelnou roli WBMR,
jehoz cilem je detekovat léze ve vSech
lokalizacich a na kontrolnich vySetre-
nich v case sledovat aktivitu nemoci,
komplikace a efekt léchy (5). V pFipadé
nemoznosti celotélového zobrazeni se
voli postupné jednotlivé oblasti tak, aby
bylo dosazeno celotélové pokryti (4),
jak to bylo i v pfipadé naseho pacienta.
Protokol na naSem pracovisti shrnuje
tabulka 1. Aktudlné neexistuje jednotné
doporuceni pro vysetfovaci protokol
na MR, proto se jednotlivé protokoly Lisi
dle pracovisté i typu stroje. Vétsinou se
autofi shoduji na vyznamu STIR, T1w
a DWI sekvenci (13).

V pfipadé nejasnosti se provadi
kostni biopsie. Hlavni Glohou biopsie
a zobrazovacich metod je vyloucit
ostatni diagnézy v ramci diferencialni
diagnostiky, a to zejména chronickou
bakterialni osteomyelitidu, systémovd
onemocnéni, onemocnéni kostni dfené
leukemie - lymfomy, Ewinglv sarkom,
osteosarkom, histiocytézu z Langerhan-
sovych bunék (LCH) a juvenilniidiopa-
tickou artritidu (JIA).



Tab. 1. CRMO protokol na nasem pracovisti

Table 1. CRMO protocol in our department

CRMO protokol na 3T MR stroji (Siemens Prisma 3T, Erlangen, Némecko)

sekvence rovina zobrazeni oblast zobrazeni tloustka fezu
STIR korondrni celotélové po segmentech 5mm

DWI axidlnt celotélové po segmentech 5mm

T1 VIBE Dixon axidlnf celotélové po segmentech 3mm

STIR sagitalni patef 4mm

Tl sagitalni patef 4mm
kontrastnf latka nebyla podana

STIR - short-tau inversion recovery, DWI - diffusion weighted imaging (difuzné vdzeny obraz), T1 VIBE Dixon (radial volumetricinterpola-
ted breath-hold examination) - gradientn 3D sekvence s potlacenim tuku, Dixon - ,Dixonovské zobrazovani” - in-phase, opposed-phase,

watar only, fat-only

V této kazuistice ani MR ani biopsie
nepotvrdila jinou diagnézu, a proto per
exclusionem mohla byt stanovena CRMO
a zahajena lécba.

Vzhledem k nedostatku randomizo-
vanych studif zatim neexistuje jednotny
konsenzus na terapii tohoto vzacného
onemocnéni, proto se [écha mdze lisit
dle pracovisté (1).

Mezi castou terapeutickou volbu

zolendrovd, pamidrondt) (14). Nékteré
studie popisuji dobry efekt NSAID u vel-
kého poctu pacientd po dobu prvnich
2 let &chy, zatimco terapie bisfosfonaty
nebo anti-TNF vykazuji dlouhodobou
remisi. Naopak terapie kortikosteroidy
maélokdy indukuje dlouhodobou remisi
(2, 15).

V pfipadé naseho pacienta byla
zvolena terapie NSAID a bisfosfonaty,
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ZAVER

I pres relativné typicky klinicky pribéh
a obraz na radiodiagnostickych meto-
dach, byva cesta ke stanoveni diagnézy
CRMO obvykle ndrocna a zdlouhava

v horizontu nékolika mésicl nebo i déle.
V jejim Gspésném stanoveni sehrava
nezastupitelnou dlohu spravna rozvaha
osetrujiciho lékare, ktery na moznost
této diagnézy musi myslet, a multiobo-
rova spoluprace ortopeda, détského
revmatologa a radiologa. Ze zobrazo-
vacich metod hraje zcela zdsadni roli
magnetickd rezonance, zejména WBMR,
kterd vstupné umoznuje stanovit
rozsah a aktivitu nemoci a déle sle-
dovat jeji vyvoj v case. Protoze dosud
neexistuji jednotnd validovana kritéria
CRMO, jedna se o diagnézu stanovenou
per exclusionem, tedy po vylouceni
ostatnich nemociv rdmci diferencidlni
diagnostiky. I pfes centralni roli MR

pri diagnostice se vétsina pacient(
nevyhne podstoupeni kostni biopsie.

patii NSAID, kortikosteroidy, choro-
bu modifikujici anti-revmatické léky
(DMARDs, napf. methotrexat), anti-
-TNF a bisfosfonaty (napf. kyselina

Vzhledem k nedostatku randomizova-
nych studii zatim neexistuje jednotny
konsenzus na terapii tohoto vzacného
onemocnéni (1). ®

s parcialnim terapeutickym efektem dle
posledniho MR vysetreni.
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