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Streszczenie

Abstract

Dwa sposréd patogendw przenoszonych przez kleszcze na terenie Polski stanowia wazng przyczyne zakazen o$rodkowego
ukladu nerwowego: kretki Borrelia burgdorferi (czynnik etiologiczny boreliozy z Lyme) oraz wirus kleszczowego zapalenia
moézgu. Zgodnie z danymi Panstwowego Zakladu Higieny w roku 2014 odnotowano 13 866 przypadkéw boreliozy
1196 przypadkoéw kleszczowego zapalenia mézgu. Najwigksza zachorowalnos¢ na borelioze obserwuje sie latem w pétnocno-
-wschodniej czesci kraju. Choroba moze manifestowa¢ si¢ objawami ze strony skéry oraz ukladéw ruchu, sercowo-
-naczyniowego i nerwowego. Wywiad obcigzony narazeniem na kleszcze jest wazng wskazéwka pomocna przy ustalaniu
etiologii zapalenia opon mézgowo-rdzeniowych. Wczesne rozpoznanie oraz skuteczne leczenie neuroinfekeji zmniejsza
ryzyko trwalych powiklan. Prezentowany przypadek ilustruje konieczno$¢ uwzgledniania boreliozy z Lyme w diagnostyce
réznicowej zakazen osrodkowego ukladu nerwowego.

Stowa kluczowe: neuroinfekcja, choroby odkleszczowe, choroby wektorowe, dzieci

Borrelia burgdorferi (the aetiological factor in Lyme disease) and the tick-borne encephalitis virus are two of the pathogens
transmitted by ticks in Poland, which are an important cause of central nervous system infections. According to the data
of the National Institute of Hygiene, a total of 13,866 cases of Lyme disease and 196 cases of tick-borne encephalitis were
reported in 2014. The highest incidence of Lyme disease is observed in summer in the north-eastern part of the country.
The disease may manifest with skin, motor, cardiovascular and neural symptoms. A history of exposure to ticks is important
information for determining the aetiology of meningitis. An early diagnosis and effective treatment of neuroinfection reduces
the risk of permanent complications. The presented case illustrates the need to include Lyme disease in the differential
diagnosis of central nervous system infections.
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OPIS PRZYPADKU

niniejszej pracy przedstawiono przypadek
Wchlopca z wczesng neuroboreliozg, ktory po

powrocie z obozu harcerskiego na Mazurach
zglaszal niecharakterystyczne objawy, takie jak postepu-
jace oslabienie, senno$¢, utrata apetytu i napadowe bole
gltowy. Chlopiec zostat skierowany do szpitala, gdzie osta-
tecznie rozpoznano zapalenie opon mézgowo-rdzenio-
wych o etiologii Borrelia burgdorferi — dopiero po kilku
tygodniach choroby. Opis przypadku ma na celu przypo-
mnienie, Ze we wczesnym stadium boreliozy zajecie ukta-
du nerwowego moze przebiega¢ podstepnie, ze stabo wyra-
zonymi objawami.
Dziesiecioletni chlopiec zostal przyjety na oddzial obserwa-
cyjno-izolacyjny w Warszawie w sierpniu 2016 roku z po-
dejrzeniem zapalenia opon mézgowo-rdzeniowych oraz za-
palenia prawego wyrostka sutkowatego. Wywiad ujawnil,
ze chlopiec spedzil prawie caly lipiec na obozie harcerskim
w lesie na Mazurach. W czasie pobytu zostal wielokrotnie
ukaszony przez kleszcze, w tym nad lewym obojczykiem,
jednak nie zaobserwowano pojawienia si¢ rumienia we-
drujacego. Po powrocie z obozu chiopiec skarzyt sie na po-
stepujace zmeczenie, napadowe béle glowy oraz okresowo
na rwace bole lewego barku. Stracil apetyt i byl nadmier-
nie senny. Wystepowaly stany podgoraczkowe (temperatu-
ra do 37,5°C). Jednocze$nie skora nad prawym wyrostkiem
sutkowatym stala sie tkliwa i zaczerwieniona. Po tygo-
dniu utrzymywania si¢ objawy te skfonity rodzicéw do za-
siegniecia porady lekarza. Wykonano test przesiewowy
ELISA w kierunku boreliozy, ktory dat wynik negatywny.
Lekarz nie stwierdzil objawéw neuroinfekgji i rozpoznat
ostre zapalenie ucha $rodkowego, ktore leczono antybioty-
kiem (roksytromycyna) przez 5 dni. Pomimo leczenia stan
zdrowia chlopca si¢ nie poprawial. W kolejnych dwoch ty-
godniach zgtaszane objawy powoli narastaly. W czasie na-
stepnej wizyty stwierdzono objaw sztywnosci karku i w try-
bie pilnym skierowano pacjenta do szpitala.
Przy przyjeciu na oddziat chtopiec pozostawal w dobrym
stanie ogolnym. W badaniu przedmiotowym stwierdzo-
no stan podgoraczkowy (temperatura 37,2°C), zaczerwie-
nienie i tkliwo$¢ lewej okolicy zausznej oraz rogowacenie
przymieszkowe skory konczyn i gornej czedci klatki pier-
siowej. Zaznaczona byla sztywno$¢ karku oraz stwierdzo-
no dodatni objaw Kerniga. Chlopiec skarzyt si¢ na §wia-
tlowstret. Podstawowe badania laboratoryjne krwi byty
prawidlowe, z wyjatkiem zwigkszonego stezenia glukozy
(jednokrotny pomiar - 130 mg/dl). Wykonano punkcje le-
dzwiows, uzyskujac wodojasny ptyn mézgowo-rdzeniowy.
W badaniach ptynu stwierdzono zwigkszong pleocyto-
z¢ z przewaga limfocytow (750 komorek/ul, norma <5),
dodatnie odczyny bialkowe, zmniejszone stezenie gluko-
zy (¥ stezenia z surowicy) oraz zwigkszone stezenie biat-
ka (160 mg/dl). Posiewy surowicy krwi i ptynu mézgowo-
-rdzeniowego byly jalowe. Wyniki badan serologicznych
plynu moézgowo-rdzeniowego w kierunku kleszczowego
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CASE REPORT

The paper presents a case of a boy with early neu-
roborreliosis, who developed non-specific symp-
toms, such as progressive fatigue, somnolence,
loss of appetite and paroxysmal headaches, after return-
ing from a scout camp in Masuria (Poland). The boy was
referred to a hospital, where a final diagnosis of Borrelia
burgdorferi meningitis was established - not until sever-
al weeks after the onset of disease. The case report is in-
tended to remind that the involvement of the nervous sys-
tem at early stage of Lyme disease may be insidious, with
sparse manifestations.

A 10-year-old boy was admitted to an observation and iso-
lation ward in Warsaw in August 2016 due to suspect-
ed meningitis and inflammation of the right mastoid pro-
cess. It was found from the medical history that the boy
spent nearly all July on a scout camp in Masurian region.
During the stay, he was repeatedly bitten by ticks, includ-
ing the region above the left clavicle, however, no erythema
migrans was observed. After return from the camp, the boy
complained of progressive fatigue, paroxysmal headaches
and periodical, shooting pain in the left shoulder. He lost
appetite and became excessively somnolent. Low-grade
fever occurred (up to 37.5°C). At the same time, the skin
above the right mastoid process became tender and red.
After a week of persistent symptoms, the boy’s parents
sought medical advice. ELISA screening for Lyme disease
was performed and was negative. The doctor found no signs
of neuroinfection, but instead he diagnosed acute otitis me-
dia, which was treated with antibiotic (roxithromycin) for
5 days. Despite treatment, the boy’s condition did not im-
prove. The reported symptoms gradually increased over
the following two weeks. Neck stiffness was observed dur-
ing the second visit, and the patient was urgently referred
to hospital.

On admission the boy was in good overall condition.
Physical examination revealed low-grade fever (37.2°C),
reddening and tenderness in the left retroauricular area
as well as parafollicular keratosis of the limbs and the up-
per chest. There was marked neck stiffness and a positive
Kernig’s sign. The boy complained of photophobia. Basic
blood tests were normal, apart from increased glycaemia
(a single measurement — 130 mg/dL). A lumbar punc-
ture was performed and colourless cerebrospinal fluid was
obtained. Increased dominant lymphocytic pleocytosis
(750 cells/pL; norm <5), positive protein reactions, reduced
glucose levels (¥ of serum levels) and increased protein
levels (160 mg/dL) were revealed. Serum and cerebrospi-
nal fluid cultures were negative. Cerebrospinal fluid serolo-
gy was negative for tick-borne encephalitis, but positive for
Lyme disease. Enteroviral infection of the cerebrospinal flu-
id was excluded based on polymerase chain reaction (PCR).
The boy was treated with IV antibiotic (ceftriaxone) at a dose
of 100 mg/kg for 14 days; midazolam and paracetamol were
used if needed. Due to persistent pain in the region of the
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zapalenia mézgu byly ujemne, natomiast w kierunku bo-
reliozy — dodatnie. Metoda PCR (polymerase chain reaction
- fanicuchowa reakcja polimerazy) z ptynu mézgowo-rdze-
niowego wykluczono zakazenie enterowirusowe. Chlopca
leczono antybiotykiem (ceftriakson) podawanym dozylnie
w dawce 100 mg/kg przez 14 dni oraz doraznie podawa-
no midazolam i paracetamol. Z powodu utrzymujacego si¢
bdlu w okolicy lewego ucha przeprowadzono konsultacje
laryngologiczna, ktéra wykluczyla zapalenie ucha srodko-
wego oraz wyrostka sutkowatego. Neurolog nie stwierdzil
objawow ogniskowych. Wyniki elektroencefalografii, rezo-
nansu magnetycznego glowy oraz elektrokardiografii byly
prawidiowe. Po zakonczeniu leczenia chlopiec zostal wy-
pisany do domu w dobrym stanie ogélnym bez widocz-
nych nastepstw.

OMOWIENIE

Zapalenie opon moézgowo-rdzeniowych najczesciej jest
wywolywane przez wirusy (46,1% w Polsce) lub bakterie.
Zwykle nie udaje si¢ ustali¢ dokladnej etiologii zakazen
wirusowych. Spoéréd neuroinfekeji o ustalonej przyczy-
nie najczeéciej rozpoznaje si¢ kleszczowe zapalenie mo-
zgu (68,8%), enterowirusowe zapalenie opon mozgowo-
-rdzeniowych (16,1%) oraz zakazenia wywolane przez
wirus opryszczki (HSV - 10,9%). Wsrdd bakterii domi-
nujg meningokoki Neisseria meningitidis (61,35%) i pneu-
mokoki®. Jednak prowadzac diagnostyke aseptycznego
zapalenia opon moézgowo-rdzeniowych u dzieci, nalezy pa-
mietac o boreliozie z Lyme. Zakazenie kretkiem Borrelia
burgdorferi sensu lato zwykle przebiega w trzech fazach:
weczesnej fazie miejscowej, wczesnej fazie rozsianej i fazie
poznej. Kazde stadium charakteryzuje si¢ wystepowaniem
okreglonych objaw6w'?. Skuteczne leczenie wczesnego sta-
dium choroby zapobiega jej progresji do fazy pdznej, ktéra
moze wikla¢ sie ciezkimi zaburzeniami rytmu serca, zaje-
ciem staw6w, skory i ukladu nerwowego®.

Najczestsza postacig kliniczng fazy wczesnej miejscowe;j jest
rumien wedrujgcy, ktéremu mogg towarzyszy¢ béle glowy,
ostabienie, sennos¢, apatia i bole stawow. Zmiany skorne
wystepuja w okresie od trzech dni do miesigca od ukaszenia
u 50-70% zakazonych. Jedynie okolo 30% chorych zgtasza
w wywiadzie ugryzienie przez kleszcza, dlatego istotne jest
samo narazenie na terenie endemicznym®. Opisany przez
nas pacjent nie mial rumienia wedrujacego, natomiast skar-
2yt sie na ostabienie, bole gtowy i senno$¢. Objawy te nie sg
charakterystyczne dla boreliozy, a sam wywiad obcigzony
ukagszeniem przez kleszcza, chociaz istotny, nie wystarcza
do ustalenia rozpoznania®. Rozstrzygajace jest wystepo-
wanie objaw6w klinicznych mogacych odpowiadaé bore-
liozie, potwierdzone dwuetapowymi badaniami serologicz-
nymi, ktére wykaza obecnos¢ swoistych przeciwciat w klasie
IgM lub IgG przeciw Borrelia burgdorferi w surowicy krwi
lub ptynie mézgowo-rdzeniowym®. Wyniki badan serolo-
gicznych pacjenta zlecone podczas pierwszej konsultacji le-
karskiej byly ujemne, gdyz wytworzenie przeciwcial trwa
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left ear, the patient was consulted with a laryngologist, who
excluded otitis media and inflammation of the mastoid
process. No focal symptoms were found by a neurologist.
Electroencephalography, magnetic resonance imaging of the
head and electrocardiography were normal. After treatment
completion, the boy was discharged home in good overall
condition and without evident consequences.

DISCUSSION

Meningitis is usually caused by viruses (46.1% in Poland)
or bacteria. It is usually impossible to determine the exact ae-
tiology of viral infections. Tick-borne encephalitis (68.8%),
enteroviral meningitis (16.1%) and herpes simplex virus in-
fections (HSV - 10.9%) belong to the group of neuroinfec-
tions with known aetiology. Among bacteria, meningococci,
such as Neisseria meningitidis (61.35%), and pneumococci
are dominant". However, the diagnostic process of aseptic
meningitis in children should include Lyme disease. Borrelia
burgdorferi sensu lato infection usually involves three phas-
es: early local, early disseminated and late. Each phase pro-
duces specific symptoms®. Effective treatment of early stage
infection prevents progression to the late phase, which may
involve complications, such as severe cardiac arrhythmias as
well as joint, skin and nervous system involvement®.

Erythema migrans, which may be accompanied by head-
aches, fatigue, somnolence, apathy and joint pain, is the
most common clinical manifestation seen in the early lo-
cal stage of disease. About 50-70% of infected individu-
als usually develop skin symptoms in the period between
three days to one month after a tick bite. Since only about
30% of patients report a history of tick bite, an exposure
to endemic area itself is also important™®. Our patient did
not develop erythema migrans, but complained of fatigue,
headaches and somnolence. The symptoms are not spe-
cific of Lyme disease, and the medical history of tick bite,
though important, was not sufficient for the diagnosis®.
The presence of clinical symptoms corresponding to Lyme
disease, supported by two-stage serology testing confirm-
ing the presence of specific IgM and IgG antibodies against
Borrelia burgdorferi in the serum or the cerebrospinal flu-
id is decisive®. Serological testing after the first medical
consultation was negative as antibody production usually
takes 2-3 weeks, which is referred to as a serological win-
dow. For this reason serology is usually not recommend-
ed in the early stage of Lyme disease (erythema migrans).
Our patient was misdiagnosed with acute otitis media.
Although the prescribed antibiotic, roxithromycin from
the group of macrolides, has activity against Borrelia burg-
dorferi, its poor penetration into the central nervous system
made it impossible to prevent neuroinfection. Negative lab-
oratory findings with a clinical suspicion of Lyme disease
are an indication for repeated serology 2 weeks after symp-
tom onset. Seroconversion indicates an active infection®.
Central nervous system infection can develop at both ear-
ly disseminated (10 days to 2 years after tick bite) and late
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zwykle 2-3 tygodnie, co okreéla si¢ jako ,,okienko serolo-
giczne”. Z tego powodu wykonywanie badan serologicznych
we wczesnej fazie boreliozy (rumien wedrujacy) nie jest za-
lecane. Przypadek pacjenta zostal niestusznie rozpoznany
jako ostre zapalenie ucha srodkowego. Zlecony antybiotyk,
roksytromycyna, z grupy makrolidow, co prawda wykazu-
je aktywnos¢ przeciwko Borrelia burgdorferi, ale stabo prze-
nika do osrodkowego ukladu nerwowego i nie zapobiegt
rozwojowi neuroinfekeji. Ujemny wynik badan laborato-
ryjnych przy klinicznym podejrzeniu boreliozy jest wska-
zaniem do powtérzenia badan po 2 tygodniach od wysta-
pienia objaw6w choroby. Serokonwersja dowodzi czynnego
zakazenia®. Do zakazenia o$rodkowego ukladu nerwowe-
go moze dochodzi¢ w fazie wczesnej rozsianej (od 10 dni
do 2 lat od ukgszenia) i fazie pdznej boreliozy, po upty-
wie miesiecy, a nawet lat od zakazenia®. Neuroborelioza
jest po zmianach skornych najczestsza postacia borelio-
zy w Europie. Zgodnie z aktualnymi doniesieniami nawet
u 5-15% o0so6b zakazonych Borrelia burgdorferi rozwija si¢
zapalenie opon we wczesnej fazie choroby, ktére jest wyni-
kiem bezposredniej inwazji kretka do osrodkowego ukta-
du nerwowego droga krwionosna, aksonalng badz limfa-
tyczng. Objawy neurologiczne pojawiaja si¢ najczesciej
1-3 miesigce po ukaszeniu przez kleszcza i zazwyczaj przy-
pominaja zapalenie opon mozgowych o etiologii wirusowej.
Wystepuja bole glowy, nudnosci i wymioty, goraczka, $wia-
tlowstret i dodatnie objawy oponowe”. Atypowy prze-
bieg choroby z uboga symptomatologia zdarza si¢ sto-
sunkowo czesto. Goraczka i objawy oponowe moga by¢
nieobecne, a dominujacymi objawami s3 narastajaca sen-
no$¢ i apatia®. Opisany powyzej przypadek potwierdza
to spostrzezenie. U opisywanego pacjenta neuroinfekcja
rozwijala si¢ powoli, nie wystepowata wysoka goraczka,
a jedynie stany podgoraczkowe, nie stwierdzono nudno-
$ci i wymiotow. Poczatkowo ujemne byly objawy oponowe.
W przebiegu neuroboreliozy wczesnej moze wystapi¢ cha-
rakterystyczna triada objawow, okreslana mianem zespo-
tu Bannwartha: limfocytarne zapalenie opon mézgowo-
-rdzeniowych, porazenie nerwéw czaszkowych (najczesciej
n. VII) i zapalenie korzeni nerwowych okolicy ledzwiowo-
-krzyzowej z bardzo silnymi bélami. Kazdy z wymienio-
nych objawéw moze réwniez wystepowad pojedynczo™.
U opisanego pacjenta nie stwierdzono porazenia nerwow
czaszkowych, natomiast zglaszane przez niego rwace, na-
padowe bole w okolicy topatki mogly odpowiada¢ radi-
kulopatii, ktéra w przebiegu neuroboreliozy czesciej bywa
obustronna®”. Zapadalnos¢ na borelioze jest wéréd dzie-
ci znacznie wigksza w poréwnaniu z ogdlng populacja.
U pacjentéw w mtodszym wieku czeéciej dochodzi do za-
jecia osrodkowego ukladu nerwowego we wczesnym sta-
dium choroby, co odzwierciedlaja zmiany zapalne w ply-
nie moézgowo-rdzeniowym, natomiast u starszych chorych
zwykle dochodzi do zajecia obwodowego ukladu ner-
wowego®. Leczenie zapalenia opon mézgowo-rdzenio-
wych w przebiegu boreliozy polega na antybiotykoterapii.
Zgodnie z wytycznymi European Union Concerted Action
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stage of Lyme disease, months or years after getting infect-
ed™. Neuroborreliosis is the second leading form of Lyme
disease in Europe after skin lesions. According to current
reports, up to 5-15% of patients infected with Borrelia burg-
dorferi develop meningitis at early stage of the disease as
aresult of a direct invasion of the pathogen into the central
nervous system via circulatory, axonal or lymphatic route.
Neurological symptoms usually occur 1-3 months after
tick bite and resemble viral meningitis. Headaches, nau-
sea and vomiting, fever, photophobia and additional men-
ingeal symptoms occur”. Atypical course of the disease
with poor symptomatology is quite often. Fever and men-
ingeal symptoms may be absent, while growing somno-
lence and apathy may be dominant®. This is supported
by the above described case. In the described patient, the
neuroinfection developed slowly with only low-grade fe-
ver, and with no nausea or vomiting. Meningeal symptoms
were initially negative. Patients with early neuroborrelio-
sis may develop a characteristic triad of symptoms known
as Bannwarth’s syndrome: lymphocytic meningitis, crani-
al nerve palsy (usually 7 cranial nerve) and inflammation
of the lumbosacral nerve roots accompanied by severe pain.
Each of these symptoms may also occur alone™. No cra-
nial nerve palsy was observed in the described patient,
however, the reported shooting pain in the shoulder could
correspond to radiculopathy, which is usually bilateral
in neuroborreliosis”. The incidence of Lyme disease is sig-
nificantly higher among children compared to the general
population. Younger patients usually develop central ner-
vous system involvement at an early stage of disease, which
is reflected by inflammatory changes in the cerebrospinal
fluid, whereas peripheral nervous system involvement usu-
ally occurs in older patients®. The treatment of Lyme men-
ingitis involves antibiotic therapy. According to the 2007
guidelines of the European Union Concerted Action on
Lyme Borreliosis (EUCALB), IV penicillin G, ceftriaxone
or cefotaxime and PO doxycycline are used in the treat-
ment of neuroborreliosis®. It should be noted that doxycy-
cline should not be given to children under 8 years of age('®.
According to the American Academy of Neurology (AAN),
neuroborreliosis with central nervous system involvement
should be treated with intravenous antibiotics: penicil-
lin, ceftriaxone or cefotaxime". According to the 2008
recommendations of the Polish Society of Epidemiology
and Infectious Diseases, treatment should be continued for
14 to 28 days. Furthermore, it was emphasised that there
is no scientific evidence supporting long-term (several
months) or repeated antibiotic therapy. Also, there are no
indications for serological follow-up, and the therapeutic
efficacy is assessed based on the clinical picture. Lyme dis-
ease recurrence in previously diagnosed patients is unlike-
ly, though possible, particularly in patients from endemic
regions"?. A history of early neuroborreliosis may be as-
sociated with a higher risk of developing mental disorders
in the future as well as with persistent fatigue and somno-
lence, referred to as the post-Lyme syndrome®.
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on Lyme Borreliosis (EUCALB) z 2007 roku w leczeniu
neuroboreliozy stosuje si¢ penicyline G, ceftriakson lub ce-
fotaksym dozylnie oraz doksycykline podawang doustnie®.
Nalezy pamietad, ze doksycykliny nie wolno podawac dzie-
ciom ponizej 8. roku zycia"?. Wedlug Amerykanskiej
Akademii Neurologii (American Academy of Neurology,
AAN) neuroborelioze z zajeciem o$rodkowego ukltadu ner-
wowego powinno si¢ leczy¢ antybiotykami podawanymi
dozylnie: penicyling, ceftriaksonem lub cefotaksymem?.
W rekomendacjach Polskiego Towarzystwa Epidemiologéw
i Lekarzy Choréb Zakaznych z 2008 roku zalecono konty-
nuowanie leczenia przez 14 do 28 dni. Ponadto podkreslono
brak podstaw naukowych do stosowania wielomiesiecznej
antybiotykoterapii lub wielokrotnego powtarzania kuracji.
Nie istniejg rowniez wskazania do przeprowadzania sero-
logicznych badan kontrolnych, a skutecznos¢ terapii oce-
niania jest na podstawie obrazu klinicznego. Ponowne za-
chorowanie na borelioze z Lyme u pacjentéw z wczesniej
rozpoznawang chorobg jest mato prawdopodobne, lecz
mozliwe, zwlaszcza u 0s6b pochodzacych z obszaréw ende-
micznych"?. Przebycie neuroboreliozy wczesnej moze wia-
za( sie ze zwigkszonym prawdopodobienstwem zapadniecia
na choroby psychiczne w przysztoéci, a ponadto z utrzy-
mujgcymi sie zmeczeniem i ospatoscia, okreslanymi jako
post-Lyme syndrome".

WNIOSKI

1. Borelioze z Lyme nalezy uwzglednia¢ w diagnostyce roz-
nicowej aseptycznego zapalenia opon mézgowo-rdze-
niowych.

2. Wystepowanie nieswoistych dolegliwosci u pacjentow
narazonych na pogryzienie przez kleszcze jest wskaza-
niem do wykonania punkeji ledzwiowej.
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CONCLUSIONS

1. Lyme disease should be included in the differential diag-
nosis of aseptic meningitis.

2. Non-specific symptoms in patients with a history of tick
bites is an indication for lumbar puncture.
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