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WPROWADZENIE

Streszczenie

Najczestszg lokalizacjg zmian zapalnych w chorobie Le$niowskiego-Crohna (ChLC)
jest koncowy odcinek jelita kretego i poczatkowy jelita grubego. Moze ona jednak doty-
czy¢ wszystkich odcinkdéw przewodu pokarmowego. Najrzadszg za$ jej lokalizacjg jest
prawdopodobnie gorny odcinek uktadu oddechowego - jama nosowa. Lokalizacja ta
moze przysporzy¢ wielu trudnosci w diagnostyce ChLC, wymaga bowiem bardzo szero-
kiej diagnostyki réznicowe;.

Obraz kliniczny ChLC u dzieci jest bardzo zréznicowany, a najczestszymi zgtaszanymi
objawami sa: béle brzucha, goraczka, biegunka i niedozywienie. Coraz cze$ciej obserwu-
je sie jednak objawy spoza przewodu pokarmowego, ktére moga by¢ jedynymi poczatko-
wymi objawami choroby.

W artykule przedstawiono przypadek 15-letniej pacjentki z ciezkg postacig ChLC, u kt6-
rej w trakcie leczenia obserwowano narastajace objawy obturacji przewodéw nosowych.
Na podstawie przeprowadzonej diagnostyki wykluczono schorzenia otolaryngologiczne.
Opierajac sie na wyniku badania histopatologicznego oraz natychmiastowej poprawie sta-
nu klinicznego po wtgczonym leczeniu postawiono rozpoznanie nosowej lokalizacji ChLC.
Po zapoznaniu sie z dostepng nam literaturg, nie odnalezliSmy polskiego opisu podob-
nego przypadku — nosowej lokalizacji choroby Le$niowskiego-Crohna wsérdéd populacii
pediatryczne;.

Summary

The most common localization of inflammatory changes in the Crohn’s disease is the
terminal ileum and the proximal colon. However the entire gastrointestinal tract may be
involved. Likely the proximal airway tract — nasal cavity, is most rarely involved. This local-
ization cause lots of problems in recognition because requires wide differential diagnosis.

The clinical presentation of Crohn’s disease in children is variable, the most common
symptoms are abdominal pains, fever, diarrhea and malnourishment. Often extraintestinal
manifestations as the only early presentation of the disease are observed.

In this abstract we present a case of a 15-year old patient with an advanced case of
Crohn’s in whom increasing symptoms of obturation of nostrils were noted as she was
being treated. Otolaryngological causes were ruled out. Based on the result of the his-
tological testing as well as the immediate improvement of the clinical condition once the
treatment was started the diagnosis of nasal localization of the Crohn’s disease was made.
In available literature we didn’t find nasal localization of the Crohn’s disease in Poland.

odcinka przewodu pokarmowego: od jamy ustnej az

Choroba Lesniowskiego-Crohna (ChLC) jest pet- do odbytu. Zmiany najczesciej majg charakter odcin-
nosciennym, przewaznie ziarniniakowym procesem kowy (pomiedzy odcinkami zdrowymi wystepujg te
zapalnym, w ktérym zmiany mogg dotyczy¢ kazdego chorobowo zmienione), niesymetryczny i petno$cien-
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ny. Dzieci sg szczegdlng grupa pacjentéw z nieswo-
istym zapaleniem jelita, ze wzgledu na wieksze ryzyko
wystapienia ciezkiej postaci choroby oraz jej wieloletni
przebieg (1).

Gtéwnym elementem diagnostycznym ChLC pozo-
stajg badania endoskopowe gdérnego i dolnego odcin-
ka przewodu pokarmowego z pobraniem wycinkéw do
badania histopatologicznego. W celu oceny zaawan-
sowania ChLC w uzyciu pozostajg skale CDEIS (Croh-
n’s Disease Index of Severity) i SES-CD (Simple En-
doscopic Score for Crohn’s Disease). Coraz czesciej
stosowana jest réwniez Skala Paryska (2). W klasy-
fikacji tej pojawito sie rozroéznienie choroby nie tylko
w zaleznos$ci od zajecia gérnego odcinka przewodu
pokarmowego, ileum terminale i jelita grubego, ale
uwzgledniono doktadniejszy podziat obejmujacy row-
niez jelito cienkie (tab. 1).

Tab. 1. Skala Paryska stosowana w celu oceny zaawansowa-
nia ChLC

Klasyfikacja Paryska choroby Lesniowskiego-Crohna

Ala - ponizej 10. r.z.
Alb-10.-17.r.2.

A2 -17.-40.r.z.

A3 - > 40.r.z.

Wiek

L1 - ograniczenie zmian do 1/3 dystalnej czesci jelita
kretego z zajeciem katnicy lub bez jej zajecia

L2 — obecno$¢ zmian w okreznicy — od odbytu do
katnicy

L3 - zajecie jelita grubego z obecnoscig zmian
w dystalnym odcinku jelita kretego

L4a - izolowanie zajecia gérnego odcinka przewodu
pokarmowego do wigzadta Treitza

L4b - zajecie jelita cienkiego miedzy wiezadtem
Treitza proksymalnie a 1/3 dystalng czescig
jelita kretego

Lokalizacja

B1 - zapalny — przy braku zwezen i przetok

B2 — zwezajacy — ze zwezeniem Swiatta jelita
stwierdzanym w badaniu radiologicznym lub
endoskopowym

B3 - penetrujacy — z obecnosciag przetok badz ropni
obserwowanych w badaniu radiologicznym,
endoskopowym lub w trakcie zabiegu chirurgicz-
nego

B2B3 - obecno$¢ zwezen i przetok, rbwnoczesnie lub

niezaleznie od siebie
p — zmiany okotoodbytowe

Charakter
choroby

G, — brak objawéw zaburzenia wzroku

Wozrost .
G, - zaburzenia wzrostu

Charakterystycznymi dla ChLC sa powiktania ukta-
dowe i objawy pozajelitowe. Najczesciej mozna zaob-
serwowac¢ zapalenia stawow (20-30%), zmiany skor-
ne (2-15%) oraz zmiany oczne (3-5%). Bardzo rzadkg
lokalizacjg tej choroby sg zmiany w goérnych drogach
oddechowych. Charakteryzujg sie one przewlektym
zapaleniem btony $luzowej, niedroznoscia, krwawie-
niem. W niektorych przypadkach moze doj$¢ rowniez
do perforacji przegrody nosowej. Sg to objawy typowe
dla wielu choréb nosa z zakresu otorynolaryngologii
i bardzo rzadko spotykane w praktyce gastroenterolo-
gicznej.

Pierwszy opisany przypadek lokalizacji nosowejw ChLC
opublikowany zostat przez Kinneara w 1985 roku (3).

Wedtug naszej wiedzy w dostepnej literaturze mozna
odnalez¢ jedynie kilka opiséw takiego umiejscowienia
wsrdd pacjentéw z ChLC, z czego zaledwie trzy opisy
dotycza populacji pediatrycznej (4-6).

Ponizej przedstawiamy przypadek 15-letniej pacjent-
ki z ciezkg postacig choroby Les$niowskiego-Crohna,
u ktorej poczatkowo na podstawie zgtaszanych obja-
wow wysunieto podejrzenie schorzenia otorynolaryn-
gologicznego. W toku dalszej diagnostyki stwierdzono
nietypowa lokalizacje choroby Lesniowskiego-Crohna
w jamie nosowej. Jest to prawdopodobnie pierwszy
taki przypadek publikowany w Polsce.

OPIS PRZYPADKU

15-letnia pacjentka z ciezkg postacig choroby
Crohna przyjeta zostata do Kliniki celem kontynuacji
leczenia biologicznego — podania kolejnej, XI dawki
Adalimumabu. U dziewczynki diagnoze postawiono
w 11. r.z. Od tej pory byta intensywnie leczona zy-
wieniowo oraz farmakologicznie (stosowano stery-
doterapie, Methotrexat, Azatiopryne). Ze wzgledu na
przewlekta, aktywng posta¢ choroby z czestymi za-
ostrzeniami, pomimo wcze$niejszego leczenia immu-
nomodulujgcego zastosowano terapie biologiczna.
Poczatkowo wiaczono Infliximab, jednak ze wzgledu
na brak oczekiwanego rezultatu zmieniono na Adali-
mumab (7, 8). Po 3 latach od rozpoznania niezbedne
byto wykonanie kolektomii pozostawiajacej 15 cm od-
bytnicy oraz wytonienie stomii na jelicie cienkim.

W przebiegu leczenia obserwowano liczne powi-
ktania: osteoporoze, zaéme posterydowa, opdznienie
dojrzewania, rumieh guzowaty (ryc. 1, 2).

Przy przyjeciu do Kliniki stan chorej byt dobry, zgta-
szata $ladowe krwawienia z kikuta odbytnicy, parcie
na stolec 3 razy na dobe, bez dolegliwosci bélowych
brzucha. Na skérze konczyn dolnych widoczne byty
blizny oraz nowe zmiany rumienia guzowatego. W wy-
nikach badan laboratoryjnych z odchyleh obserwowa-

Ryec. 1. Zmiany skoérne w przebiegu ChLC
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Ryc. 2. Zmiany skérne w przebiegu ChLC

no podwyzszone wyktadniki stanu zapalnego (CRP
- 2,94 mg/dl, leukocytoza — 12 K/ul, OB — 65 mm/h).
W trakcie hospitalizacji podano pacjentce Xl dawke
Adalimumabu bez powiktan. W 4. dobie wystgpita go-
ragczka. Dodatkowo dziewczyna zaczeta zgtaszaé na-
rastajgce trudnosci z oddychaniem przez nos, uczu-
cie zatkania przewoddw nosowych, bez ustepowania
dolegliwo$ci pomimo leczenia objawowego. Wobec
powyzszego poproszono o konsultacje laryngologicz-
na — uwidoczniono skrzywienie przegrody nosa w lewo
oraz masywne obrzeki matzowin nosowych dolnych,
zalegajacg obfitg tres¢ $luzowo-ropng. Pobrano wy-
maz — nie wyhodowano patogenéw alarmowych. W rtg
zatok bez poziomu ptynu w zatokach szczekowych,
czotowych. Bez wskazan réwniez do punkcji. Zleco-
no wykonanie CT zatok, w ktérym opisano znaczny
obrzek $luzéwki jamy nosowej w przedniej i Srodkowej
czesci, bez cech uformowanego ropnia, dodatkowo
zgrubienie $luzéwki w prawej zatoce szczekowej lewej,
zachytkach czotowych oraz w zatoce klinowej. Wobec
narastania dolegliwosci pacjentka zostata zakwalifi-
kowana do zabiegu laryngologicznego udrozniania
przewoddéw nosowych. W badaniu histopatologicznym
pobranych w trakcie zabiegu wycinkéw uwidoczniono
btone $luzowa objeta aktywnym zapaleniem - ziarni-
na zapalng (ryc. 3). Dodatkowo obserwowano hiper-
gammaglobulinemie (IgG - 18,7 g/l, IgA - 5,37 g/l, IgM
- 2,7 g/l), cANCA, pANCA miano $ladowe. Wysunieto
podejrzenie ziarniniaka Wegenera — obraz histopato-
logiczny nie byt jednak typowy dla tego schorzenia,
gdyz zmiany nie dotyczyty naczyn. Podkreslono, iz sg
one podobne do tych w nieswoistych zapaleniach je-
lit — btona $luzowa z widocznym aktywnym procesem
zapalnym, zapaleniem ziarniniakowym. Uwidoczniono
réwniez naciek ropny: masy martwiczo-ropne. Wyko-
nanie MR zatoki tkanek migkkich nie byto mozliwe ze
wzgledu na liczne artefakty powstate od aparatu na-
zebnego zatozonego na state.

Pomimo intensywnej antybiotykoterapii obserwo-
wano utrzymujgce sie przez 14 dni stany gorgczkowe
do 39,5°C oraz narastajgce wykfadniki stanu zapalne-
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Ryc. 3. Zmieniona btona $luzowa jamy nosowej, zapalenie aktywne
— zapalenie ziarniniakowe

go: CRP - 16,79 mg/dl, leukocytoza — 14,5 K/ul, OB
do 127 mm/h. Posiewy obwodowe krwi pozostawa-
ty ujemne. W rtg klatki piersiowej nie uwidoczniono
zmian, obraz USG jamy brzusznej poza pojedynczym
ztogiem w pecherzyku zétciowym réwniez pozostawat
prawidtowy. Na podstawie wykonanych badan labora-
toryjnych oraz obrazowych nie byto réwniez podstaw
do rozpoznania choroby nowotworowe;.

Po wykluczeniu jednostek chorobowych dajgcych
podobny obraz kliniczny wysunieto podejrzenie, iz
dolegliwoéci dotyczace przewoddéw nosowych moga
odpowiada¢ nietypowemu umiejscowieniu choro-
by podstawowej. Wykonano badanie endoskopowe,
w ktérym opisano na dtugosci pozostatych 15 cm
jelita grubego masywne zmiany zapalne, wysiek
wibknikowo-ropny, wybroczyny, nadzerki, owrzodze-
nia (ryc. 4, 5). Blona $luzowa jelita cienkiego uwi-
doczniona przez ileostomie pozostawata prawidtowa.
Do leczenia wigczono ponownie sterydoterapie (So-
lu-Medrol iv. 40 mg) — zaobserwowano stopniowg
tendencje do normalizacji wyktadnikéw zapalnych,
poprawe stanu klinicznego: ustgpienie standéw goracz-
kowych oraz przewrdcenie droznoéci nosa.
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Ryc. 4. Zmiany zapalne jelita grubego: obfity naciek zapalny o du-
zym nasileniu, pojedyncze ropnie krypt oraz cechy kryptitis



Nietypowa lokalizacja zmian w chorobie Le$niowskiego-Crohna u dziecka

Ryc. 5. Zmieniona zapalnie $luzéwka jelita grubego

W zwigzku z wykorzystaniem metod leczenia farma-
kologicznego pacjentke zakwalifikowano do zabiegu
operacyjnego usuniecia pozostajgcej zmienionej cze-
&ci jelita grubego. Po operacji wznowiono leczenie
Adalimumabem. Dotychczas nie obserwowano nawro-
tu dolegliwosci dotyczacych nietypowego umiejsco-
wienia choroby Les$niowskiego-Crohna.

OMOWIENIE

W przebiegu choroby Le$niowskiego-Crohna cha-
rakterystyczna triada objawédw: bél brzucha, biegunka
i utrata masy ciata wystepuje rzadko i dotyczy tylko
25% dzieci (9). U 1/3 pacjentow wystepujg dodatko-
wo objawy pozajelitowe, takie jak zapalenie btony
naczyniowej oka, jamy ustnej czy rumieh guzowaty.
U dzieci najczestszg postacig narzgdowg jest jednak
zapalenie stawow. Bardzo rzadko opisuje sie jednak
nietypowa lokalizacje tej choroby w gérnych drogach
oddechowych. Zdarza sie, ze symptomy niegastroen-
terologiczne wyprzedzajg wystagpienie typowych obja-
wow — u czesci pacjentdw pojawiajg sie rownolegle,
a u niektérych w trakcie leczenia.

W opisanym przypadku juz w poczatkowej fazie
choroby obserwowali$my rumien guzowaty, opdz-
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gnostyki. W badaniu histopatologicznym uwidocznio-
no obraz typowy dla choréb z zakresu nieswoistych za-
palen jelit: btona sluzowa z aktywnym ziarniniakowym
procesem zapalnym.

W dostepnej literaturze opisano dotad tylko trzy
przypadki nosowej lokalizacji ChLC ws$réd dzieci.
Ernst i wsp. opisali przypadek 17-letniej dziewczynki
z uogdlnionym zapaleniem zatok oraz polipowatymi
przerostami $luzéwki (4). Kriskovich i wsp. przedsta-
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by, a w szczegdlnosci ta majgca umiejscowienie w oko-
licy nosowej, koreluje z ciezkoscia przebiegu objawow
jelitowych oraz z reakcja na stosowane leczenie.

W pismiennictwie obraz histopatologiczny nosowej
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palny z charakterystycznym ziarninowaniem tkanki.
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