KAZUISTIKA

CASE REPORT

Tortikolis pri Griselové syndromu -

kazuistiky

Torticollis at Grisel’s Syndrome — Case Reports

Souhrn

Rotacni atlantoaxidlni nestabilita, jejimz nasledkem muze byt tortikolis, etiologicky vznika
z rozdilnych pficin. Jednou z moznosti vzniku rotacni atlantoaxialni nestability je Griselv
syndrom. Jednd se o vzacnou komplikaci, jeZ se projevuje kifecovitym stahem kréniho svalstva
s omezenim hybnosti krku a hlavy. Vznika po chirurgickych vykonech vyzadujicich specific-
kou polohu hlavy s hyperextenzi, nebo hyperextenzi s rotaci, pfipadné v souvislosti s bakteri-
alniinfekci krénich prostor. Zvyseny vyskyt u mladistvych je vysvétlovan zvysenym prokrvenim
atlantoaxialniho prostoru a zvysenou vazivovou laxitou kloubnich pouzder a delsimi aldrnimi
vazy u déti, pfi zndmé horizontalni orientaci zygapofyzedlnich kloubl mezi prvnim a dru-
hym krénim obratlem. Prezentovana kazuisticka sdéleni popisuji vznik Griselova syndromu
v pooperac¢nim obdobi u dvou nemocnych v détském veéku. Autofi upozorfiuji na ddlezitost
vcasné diagndzy, dlraz kladou na mezioborovou spolupréci. Pozdni diagndza mdze vést
k vaznym nasledkdm korenového deficitu, myelopatie, kosmetické deformity kréni pétere.

Abstract

Rotational atlantoaxial instability may lead to torticollis and has diverse aetiology. Grisel’s syn-
drome is one of the potential causes of rotational atlantoaxial instability. Grisel’s syndrome is
a rare condition that manifests itself with spastic contraction of the neck muscles that limits
movement of the head and neck. It may occur following a surgery, especially otorhinolaryn-
gological, requiring a specific head position with hyperextension or hyperextension with
rotation, or in connection with bacterial infections of the cervical area. Increased incidence
in adolescence is explained by increased perfusion of the atlantoaxial space and increased
ligamentous laxity of the joint capsules and allar ligament length in children with known
horizontal orientation of zygapophyzeal joints between the first and the second cervical ver-
tebrae. The presented case reports describe post-surgical development of Grisel's syndrome
in two paediatric patients. The authors highlight the importance of early diagnosis, empha-
sising interdisciplinary cooperation. Late diagnosis can cause serious complications including
root deficits, myelopathy or cosmetic deformity of the cervical spine.
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Uvod

Abnormalni drzenf hlavy, tzv. tortikolis, je
nespecificky pfiznak, ktery mize mit rliz-
norodé priciny. Nezfidka se jedna o prvni
pfiznak zavazného onemocnéni, jez mlze
byt i Zivot ohrozujici, zejména u déti. Nej-
Castéji se vyskytuje ve véku 5-12 let, pfi-
¢emz neexistuji rozdily v ¢etnosti podle
pohlavi [1].

Mezi mozné pficiny tortikolis patfi také
atlantoaxialni rotacni nestabilita. Vznika
uvolnénim kloubnich pouzder a kloub-
nich vazd mezi C1-C2 pfi horizon-
talni orientaci kloubnich plosek C1-C2
v tomto segmentu patefe. Horizontalni
postaveni kloubl C1-C2 zajistuje nejvetsi
¢ast rotace hlavy 46 stupfid ze 144. Mezi
CO0-C1 24 stupnd, mezi C2 az Th1 je
74 stupiiti [2].

V détském véku je laxita vazl a pouz-
der vétsi, proto je vznik atlantoaxialni ne-
stability castéjsi v détském véku, u dospé-
lych spiSe vyjimecny. Etiologie maze byt
traumatickd, vznikld ptsobenim rotac-
nich sil pfi Urazu, nebo infekéni, zplso-
bena zanétlivym onemocnénim meékkych
tkani v okoli cervikokranidlniho prechodu
s iritaci svalG a nervd kolem patefe s na-
sledkem dislokace péaternich struktur

Obr. 1. Kazuistika 1: rtg transoralni
snimek kr¢ni patere.
Asymetrické postaveni C1/C2 (Sipky).

Obr. 2. Kazuistika 1: CT baze lebni
a C1/C2, koronarni rekonstrukce.
Subluxacni postaveni a asymetrickd
kloubni stérbina C1/C2 (svisla Sipka)
a C1/baze lebni (vodorovna Sipka).

C1-C2 s rotaci. Ddle mlze vzniknout po
operacich s dlouhodobou nucenou polo-
hou hlavy, pfi vrozenych onemocnénich
cervikokranialniho prechodu (Chiari mal-
formace, Klippel-Feildv syndrom), v ko-
jeneckém véku v ramci polohového syn-
dromu, pfi vrozenych poruchéch vazivové
tkané, u déti s Marfanovym a Downovym
syndromem [3,4]. Etiologie mUZe byt také
idiopaticka, obvykle minimalnf draz ditéte
béhem hry, ktery nenf v¢as pozndn. Ro-
tacni atlantoaxidlni nestabilita s nasled-
nou tortikolis vznikla pfi operacich s vy-
nucenou polohou hlavy nebo zanétlivym
onemocnénim mekkych tkani v cerviko-
kranialnim pfechodu je v literature znama
jako GriselQv syndrom.

Deichmueller uvadi podle svych zkuse-
nosti jako nejfrekventovanéjsi pficinu Gri-
selova syndromu (67 % pfipad0) chirur-
gicky vykon [5].

Jednd se o vzacné onemocnéni po-
psané poprvé v roce 1830 sirem Charle-
sem Bellem u pacienta se syfilitickym vre-
dem hltanu, ktery nasledné zemfel na
nasledky komprese michy. Syndrom nese
nazev francouzského otolaryngologa Gri-
sela, jenz v roce 1930 referoval o vzniku
tortikolis u dvou pacientd se zanétlivym
onemocnénim v oblasti hltanu [6].

Autofi popisuji Griseltv syndrom vznikly
v poopera¢nim obdobi u dvou détskych
pacientl. Prlbéhu a etiologii onemocnéni
se vénujeme v nasledujicich kazuistikach.

Kazuistika 1

U ctyfletého chlapce byla provedena an-
tromastoidektomie vlevo pro akutni
mastoiditidu. Peroperacné byla potvr-
zena diagndza hnisavé mastoiditidy se
subperiostalnim abscesem, popsan roz-
sah postizeni sklepl zasahujici od zygo-
matického recesu az k hrotu mastoidu
a soucasné pachymeningitida v oblasti
stfedni lebni jamy.

Lécen byl Lendacinem parenteralné
9 dna, dale do 16. dne uZival perorainé
Zinnat.

Jiz prvni pooperacni den byla pozoro-
vana tortikolis doprava, pacient byl afeb-
rilni, bez bolesti ¢i jinych subjektivnich ob-
tizi. Ultrazvukové vysetieni krku vyloucilo
zanétlivou kr¢ni komplikaci. Vzhledem
k trvajici tortikolis bylo provedeno ¢tvrty
pooperacni den neurologické vysetfeni
s doporucenim rehabilitacni péce. Chla-
pec byl propustén do domaciho Iéceni
desaty pooperacni den se stacionarnim

ndlezem tortikolis vpravo, pretrvavalo asy-
metrické drzeni hlavy a cefalea vyzaduijici
denné analgetika. Prosty snimek kr¢ni pa-
tefe neodhalil vyznamnéjsi patologii.

Po Sesti tydnech od operace spadovy
pediatr doporucuje kontrolni rehabilita¢ni
vySetfeni, pfi kterém byla diagnostiko-
vana tézka tortikolis vpravo s petrifikova-
nymi segmentarnimi dysfunkcemi a epi-
zodickou cefaleou.

Nemocny byl hospitalizovan na neuro-
logické klinice FN Hradec Kralové a ORL
konziliarnim vySetfenim byla vyloucena
jind otogenni komplikace. Transoralni
RTG snimek kreni patefe (obr. 1), pocita-
Cova tomografie (CT) a magneticka rezo-
nance (MR) kr¢ni patefe diagnostikovaly
dislokaci dentu proti ose patefe s rotaci
doprava (obr. 2). Vzhledem k tomuto na-
lezu probihala dalsi |é¢ba na neurochi-
rurgické klinice. Byla indikovana trakce
Glissonovou klickou se zavazim citajicim
desetinu hmotnosti pacienta pfi poda-
vani l1éka snizujicich tonus svalstva, ktera
byla po péti dnech po repozici subluxace
nahrazena fixaci pevnym korzetem (Celo,
brada, hrudnik). Po dalsim tydnu Iécby
kontrolni CT krku prokazalo Gpravu sub-
luxacniho postaveni a chlapec byl s nor-
malnim nalezem propustén do domdaciho
osetfovani.

Po jednom mésici domaci péce byl se-
jmut pevny korzet a zapocata Vojtova
reflexni terapie. Za pét mésict od ope-
ra¢niho vykonu je chlapec bez vyraznégj-
sich subjektivnich obtiZi a drzeni hlavy je
symetrické.

Kazuistika 2

Jedenactilety chlapec prodélal na ORL kli-
nice totalni tyreoidektomii pro nodoézni
strumu. Vlastni opera¢ni vykon nebyl pro-
vazen vznikem peroperacnich komplikaci.
Po operaci bezprostfedné vznikla dusnost
s laryngealnim kaslem vyZadujici podani
kortikoidd parenterdlné. Pro pretrvavajici
laryngalni kasel se stridorem byl nasledu-
jici den nasazen Augmentin parenteralné.
Stav byl ve shodé s provedenym pediatric-
kym vysetfenim uzavien jako akutni laryn-
gotracheitida. Od tfetiho pooperac¢niho
dne doslo k postupnému rozvoji pravo-
stranné tortikolis, kterd byla provazena
subfebriliemi. Cely krk byl mékky a volné
prohmatny, bez zjevného zarudnuti kize.
Laboratorni vysetfeni potvrdila elevaci za-
nétlivych markerd (leukocytéza, hodnota
CRP 224), proto bylo pokracovano v pa-
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renterdlni antibiotické |écbé Augmen-
tinem. Pro pretrvavajici tortikolis bylo
sedmy pooperacni den indikovano reha-
bilitacni vySetfeni. Nalez znél cervikogenni
pohybova dysfunkce pfi blokadach v kr¢-
nim a hrudnim Useku pétefe, nereagujici
na manualni mobilizacni terapii.

Pro torpidnost nalezu pfi elevaci CRP
byla provedena MR krku s kontrastem.
VySetfeni potvrdilo ohranic¢eny zanétlivy
infiltrat v retrofaryngedlnim prostoru na-
|éhajici na predni stranu prvniho kr¢niho
obratle, ktery byl obdan pyogenni mem-
bréanou. Navic byly popsany drobné vice-
Cetné hypodenzity v misté 10zka plvodni
stitné zlazy, které byly hodnoceny jako
suspektni zanétlivé pooperacni zmény
(obr. 3, 4). Vzhledem k nalezu byla de-
vaty pooperacni den indikovdna revizni
operace, pfi které nebylo prokdzano abs-
cesové lozisko retrofaryngedlng, ani v ob-
lasti pavodni $titné zlazy. Soucasné bylo
pokrac¢ovano v antibiotické |é¢bé kombi-
naci Augmentinu a Metronidazolu. V dal-
sim pribéhu hospitalizace doslo k po-
stupnému Ustupu klinickych priznakd
i poklesu zanétlivych marker(. Hladiny
vapniku v séru byly pooperacné v normé.
Chlapec byl propustén do domaciho lé-
Ceni tfi tydny po operaci jiz bez znamek
tortikolis. Rehabilita¢ni péce byla ukon-
¢ena mésic po propusténi, kdy doslo
k Uplné normalizaci hybnosti krku.

Diskuze

Griseltv syndrom je vzdcna pooperacni
komplikace, jez vznika predevsim pfi vy-
konech vyZaduijicich specifickou polohu
hlavy s hyperextenzi (napf. adenoidekto-
mie, tonzilektomie), nebo hyperextenzi
s rotaci (napf. chirurgie spankové kosti).
Jinou pficinou jsou infekce dychacich
a polykacich cest (tonzilitida, faryngitida,
laryngitida), pfi nichz dochazi k iritaci krc-
nich svall, nervd a vertebrogennich struk-
tur probihajici bakteridlni infekci. Zvyseny
vyskyt u mladistvych je pravdépodobné
dan zvysenym prokrvenim atlantoaxial-
niho prostoru a zvy3enou vazivovou laxi-
tou kloubnich pouzder a delSimi alarnimi
vazy u déti spolu s horizontalnim postave-
nim kloub® C1-C2. [5]. V klinickém ob-
razu Griselova syndromu dominuje bolest
v oblasti zahlavi, cefalea, snizend pohyb-
livost kr¢ni patefe, citlivost spindlniho vy-
bézku axisu a iritace kofene C2 (porce C2
bézi v pouzdre atlantoaxidlniho kloubu).
Velmi ¢asto vznika akutni bolestiva torti-

kolis s tzv. kohoutim drzenim hlavy (cock
robin head position), kdy postizeny staci
hlavu vzharu a uklani proti sméru rotace
atlasu. PFi déletrvajici rotacni nestabilité
vznika fixovana tortikolis, pfi niz jsou tak-
fka znemoznény pohyby hlavou, hlavné
rotace. Boli hlavné svalové spazmy na
krku, m@ze vzniknout az okcipitalni neu-
ralgie z iritace C2 nervu.

Na GriselGv syndrom pomyslime, pokud
obtize vznikaji v priibéhu nékolika dnd po
chirurgickém vykonu vyzadujicim vynuce-
nou polohu hlavy, nebo po infekci v hor-
nich dychacich a polykacich cestach. La-
boratorni vysetfeni mlze vykazat elevaci
zanétlivych markerd (CRP, leukocytoza,
FW). Zakladem diagnostiky pfi podezieni
na rotacni nestabilitu C1-C2 je trans-
oralni snimek, na kterém je vidét asy-
metrické postaveni dentu C2 mezi late-
ralnimi masami atlasu, event. i asymetrie
kloubl C1-C2. CT je vySetfenim volby,
zobrazi pfesné kontury skeletu a roz-
sah posunu kloubt C1-C2. VySetfeni MR
nema v téchto pripadech tak velkou vy-
povédni hodnotu, presné ale zobrazi
michu a mékké tkané okolo cervikokra-
nidintho prechodu s eventudlnimi zanét-
livymi lozZisky.

Nejbéznéjsim délenim stupné zévaz-
nosti rotacni atlantoaxidlni nestability,
a tim i Griselova syndromu je klasifikace
dle Fieldinga a Hawkinse [7], ktera déli at-
lantoaxidlni subluxaci podle stupné po-
sunu atlasu vici Cepovci na Ctyfi typy
(tab. 1).

Neurologické komplikace nebyvaji
obvyklé, nicméné vznikaji az u 15 %
nemocnych [8,9].

Vétsina pfiznakl je nespecifickd, coz
muUze vést ke zpozdéni v diagnostice.
Diferencidini diagnostika a lé¢ba vyza-
duji mezioborovou spolupraci neurochi-
rurga, neurologa a rehabilitacniho Iékare
s otolaryngologem.

Lécba Griselova syndromu zavisi na
stupni subluxace C1 a C2 a trvani pfi-

Obr. 3. Kazuistika 2: MR krku, axialni
rovina, T1 po aplikaci kontrastni latky.
Zanétlivy infiltrat retrofaryngedlné

v Urovni C3 (svislé Sipky), oboustranné
reaktivné zvétsené lymfatické uzliny (vo-
dorovné sipky).

Obr. 4. Kazuistika 2: MR krku, axialni
rovina, T1 po aplikaci kontrastni latky.
Stav po tyreoidektomii, oboustranné
ohranicené tekutinové kolekce v 10zku
stitné Zlazy (Sipky).

znakd. Rotacni nestability mensiho roz-
sahu mohou byt Iéceny analgetiky, myo-
relaxancii a imobilizaci horni kr¢ni patere

Tab. 1. Klasifikace atlantoaxialni subluxace podle Fieldinga a Hawkinse.

rotacni subluxace s normalnim rozsahem pohybu mezi atlasem a osou pa-

Typ |
P tefe bez dislokace atlasu. Je nejbéznéjsim typem u déti pravdépodobné zp-
sobeny svalovou kontrakturou bez atlantoaxialni subluxace.
Typ Il pfedni posunuti atlasu o 3-5 mm.
Typ Il pfedni posunuti atlasu o vice nez 5 mm.
Typ IV zadnfi subluxace atlasu. Jedna se o vzacny nélez.
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ortézou. Nutnosti je sanace eventuélniho
zénétlivého loZiska. Po odeznéni akut-
nich bolesti by pak méla nasledovat 3e-
trna rehabilitace s odstupem minimalné
dvou tydn(. Téz3i rotacni nestability vy-
Zaduji klid na 10Zku s kr¢nf trakci a repo-
zici, kterd musi byt velmi 3etrnd. U star-
sich dislokaci je nutna déletrvajici trakce,
mnohdy i s vyuZitim anestezie a relaxace.
V pripadé repozice je pak nutné doléceni
pomoci ortézy na Sest az osm tydnu. Poté
by méla nasledovat Setrna rehabilitace.
Pokud konzervativni 1é¢ba selZe a tortiko-
lis pFetrvava, madze byt indikovana i lécba
chirurgicka [10]. Pfi selhdni zevni fixace
patere, pfi nemozZnosti reponovat, nebo
pfi jasné rezidudlni nestabilité je indikace
k chirurgickému vykonu i u détskych pa-
cientd. Cilem operace je pak dosdhnout
stabilni atlantoaxialni spondylodézu a vy-
loucit moznost redislokace. Po téchto
operacich je trvalé snizeni pohyblivosti
hlavy, hlavné rotaci.

Vysledek |écby je pfimo umérny cas-
nosti diagndzy. Pozdni zahdjeni adekvatni
terapie mUze vést ke vzniku korenového
deficitu nebo trvalych deformit kréni
patere [8].

U naseho prvého nemocného vznikl
GriselGv syndrom atlantoaxialni subluxaci
po provedené antromastoidektomii s vaz-
bou na polohu hlavy v dlouhodobé rotaci

pfi operaci. Nelze vyloucit i podil zanét-
livého loZiska v oblasti hrotu mastoidu.
Vynucend poloha hlavy béhem operace
mohla potencovat zmény navozené zané-
tem, pro ktery byl operovan.

Onemocnéni nebylo v&as rozpoznano
a vyzadalo si dlouhodobou Iécbu. Ke sta-
noveni spravné diagndzy a zahdjeni ade-
kvatni terapie vedlo CT vysetfeni kréni pa-
tefe a pfedevsim mezioborova spoluprace.

U tohoto nemocného odpovida rozsah
rotacni nestability C1 az C2 I. stupni podle
klasifikace dle Fieldinga a Hawkinse — viz
CT snimky [11].

U druhého nemocného vznikla torti-
kolis a nasledné GriselGv syndrom v dd-
sledku zanétlivé pooperacni komplikace
s kontrakturou krénich svall pfi infiltratu
naléhajicim na predni oblouk prvniho kr¢-
niho obratle. RovnéZ u tohoto nemoc-
ného odpovida rozsah rotacni nestability
C1 az C2 1. stupni podle klasifikace Fiel-
dinga a Hawkinse. Onemocnéni bylo dia-
gnostikovano casné, po zahdjeni antibio-
tické 1é¢by a rehabilitaci doslo k rychlému
Ustupu klinickych obtizi.

Zaveér

GriselQv syndrom je vzacna komplikace.
Otolaryngolog se s nim mUze setkat pre-
devsim po chirurgickych vykonech vyza-
dujicich vynucenou polohu hlavy, pfi-
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padné v souvislosti se zanéty polykacich
a dychacich cest. Casna diagnostika vy-
Zaduje mezioborovou spolupraci a je ne-
zbytnd pro Uspésny vysledek lécby.
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