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Resume : Nous rapportons le cas d’une patiente de 67 ans
présentant des gonflements des mains et des pieds ainsi
que des douleurs des deux jambes. L'examen clinique et
la scintigraphie osseuse identifient la triade «hippocratisme
digital - arthrites - périostite bilatérale des os longs», per-
mettant de poser un diagnostic d’ostéoarthropathie hyper-
trophique, un syndrome habituellement associé a une
néoplasie pulmonaire. Le scanner thoracique, suivi d'une
biopsie, ont en effet diagnostiqué un adénocarcinome loca-
lisé au niveau du lobe supérieur droit. La prise en charge
chirurgicale de la néoplasie a permis la résolution des
plaintes cliniques et de I'aspect scintigraphique patholo-

gique.
Morts-cLEs : Ostéoarthropathie hypertrophique -
Arthrite - Périostite - Néoplasie pulmonaire

INTRODUCTION

L’'ostéoarthropathie hypertrophiante (HOA),
ou syndrome de Pierre Marie-Bamberger, asso-
cie une prolifération cutanée anormale aux
extrémités des membres et une prolifération
périostée des os longs (1). Elle est, classique-
ment, secondaire a une néoplasie, principale-
ment de type cancer pulmonaire non a petites
cellules, d’ou la terminologie ostéoarthropathie
hypertrophique «pneumique».

CAS CLINIQUE

Une patiente agée de 67 ans est adressée
en consultation de rhumatologie en raison de
gonflements douloureux des pieds et de dou-
leurs inflammatoires en regard des tibias et des
mains, évoluant depuis quelques mois. Parmi
ses antécédents médicaux, on note une néo-
plasie mammaire sous hormonothérapie, une
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BILATERAL PERIOSTITIS AND ARTHRITIS : ABOUT A CASE OF
HYPERTROPHIC OSTEOARTHROPATHY

Summary : We report the case of a 67-year-old female
patient presenting swelling of the hands and feet and pain
in both legs. Clinical examination and bone scintigraphy
identify the triad “digital clubbing — arthritis — bilateral
periostitis of the long bones”, leading to a diagnosis of
hypertrophic osteoarthropathy, a syndrome usually asso-
ciated with pulmonary neoplasia. The thoracic CT-scan,
followed by a biopsy, effectively diagnosed a right upper
lobe adenocarcinoma. Surgical treatment of the neoplasia
allowed the resolution of the clinical complaints and the
pathological scintigraphic findings.

Keyworos : Hypertrophic osteoarthropathy - Arthritis -
Periostitis - Pulmonary neoplasia

ostéoporose fracturaire non traitée et un taba-
gisme sevré. L'examen clinique retrouve un hip-
pocratisme digital et des synovites symétriques
des articulations des pieds.

Le bilan biologique démontre un syndrome
inflammatoire important (CRP : 160 mg/L, N < 5)
et une augmentation nette des marqueurs du
remodelage osseux (CTXs : 2.828 ng/L, N < 730;
PAL osseuses : 50,2 pg/L, N < 26,6). La vita-
mine D 25-OH, la calcémie et la phosphatémie
sont dans les normes, de méme que les mar-
queurs de polyarthrite rhumatoide, les enzymes
musculaires et I'électrophorése des protéines
sériques. La PTH est a peine majorée a
37,8 ng/L (N : 4-33).

Une scintigraphie osseuse corps entier
(Figure 1a et 1b) est réalisée en premiere
intention en raison des douleurs articulaires et
osseuses. Elle montre une hyperfixation linéaire
et symétrique de la diaphyse des os longs, par-
ticulierement des tibias, des os métacarpiens et
des phalanges, suggérant une «périostite bilaté-
rale». Des radiographies des mains (Figure 1c),
des tibias et des pieds décrivent également une
réaction périostée diffuse et symeétrique sur les
os longs étudiés.

La présence de la triade «périostite - arthrites -
hippocratisme digital» fait @voquer une ostéoarthro-
pathie hypertrophique, ou syndrome de Pierre
Marie-Bamberger. Comme une néoplasie pul-
monaire non a petite cellules est frequemment
associée au syndrome, une imagerie thoracique

H - Rev Med Liege 2022; 77 : 1 : xx-xx



H ) Rev Med Liege 2022; 77 : 1 : xx-xx

MINA M, ET cOLL.

Figure 1. Scintigraphie osseuse corps entier
montrant une hyperfixation périostée
des os longs

Figure 1a : Scintigraphie osseuse corps entier montrant une hyper-
fixation périostée des os longs (fleche), en particulier des tibias. Figure
1b : Images de scintigraphie osseuse centrée sur la main montrant
une hyperfixation périostée sur des os longs, notamment du cubitus,
des métacarpiens et des premiéeres phalanges (fleches). Figure 1c :
Radiographie de la main montrant une apposition périostée sur des
os longs, notamment le cubitus, les métacarpiens et les premiéres
phalanges (fleches).

est réalisée. Elle révele une masse pulmonaire
suspecte du lobe supérieur droit qui s’est aveé-
rée étre un adénocarcinome de stade IB. Une
lobectomie a permis une résection compléte en
marge saine. Au vu du stade, une chimiothé-
rapie adjuvante n’est pas proposée. Au niveau
rhumatologique, une corticothérapie est initiée,
associée a une injection d’acide zolédronique
(également administrée en raison de l'ostéopo-
rose non traitée). L'évolution est tres rapidement
favorable et permet un sevrage de la cortico-
thérapie aprés quelques semaines. A un an de
suivi, la patiente est toujours en rémission onco-
logique compléte et il N’y a eu aucune recidive
de la symptomatologie osseuse ni articulaire.
Le turn-over osseux biologique est normalisé
(CTXs : 227 ng/L, N < 730 ; PAL osseuses :
9,2 ug/L, N: 5,2-24,4) et la scintigraphie osseuse
de contréle montre une résolution compléte des
signes de périostite observés un an plus t6t
(Figure 2).

DiscussioN

Classiquement, 'HOA regroupe trois aspects
cardinaux un hippocratisme digital, une
périostite des os long et une atteinte articulaire
avec synovites (1, 2). Ce syndrome a été carac-
térisé par Pierre Marie et Eugen von Bamberger
en 1890 et 1891, le différenciant notamment de
acromégalie (3, 4).

L’HOA est classiquement secondaire a une
néoplasie, principalement de type cancer pul-
monaire non a petites cellules (5). Le terme par-
fois utilisé d’ostéoarthropathie hypertrophique
«pneumique» illustre bien l'origine fréquem-
ment pulmonaire du syndrome. La prévalence
de 'HOA dans le cancer du poumon a été rap-
portée entre 4,5 % (6) et 17 % (7). Il y a peu
de cas rapportés d’HOA associée a un can-
cer pulmonaire a petites cellules, peut-étre en
lien avec la rapidité de développement de ce
type de néoplasie, comme propose dans cer-
tains articles (8). LHOA peut également étre
un syndrome paranéoplasique dG a d’autres
tumeurs, notamment la tumeur fibreuse solitaire
de la plévre. Plus rarement, 'THOA peut étre
secondaire a une cardiopathie cyanogéne ou
une pathologie hépatique chronique. Le méca-
nisme exact qui sous-tend la pathogenése de
I’'HOA n’est toujours pas clair. Dans le cas d’'une

Figure 2. Scintigraphie osseuse avec
normalisation des signes de périostites
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Figure 2a : Scintigraphie osseuse du corps entier montrant une nor-
malisation des signes de périostites, aux localisations pathologiques
un an plus tét (fleches). Figure 2b : Images de scintigraphie osseuse
centrée sur la main, montrant une normalisation des signes de
périostites, aux localisations pathologiques un an plus t6t (fleches).
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cause secondaire pulmonaire, on incrimine la
sécrétion, par les cellules néoplasiques ou les
tissus fibrotiques, de cytokines et facteurs de
croissance, comme le PDGF («Platelet-Derived
Growth Factory), la PGE 2 (Prostaglandine E2)
et le VEGF («Vascular Endothelial Growth Fac-
tor»). Ceux-ci ont un effet trophique sur les fibro-
blastes et les cellules osseuses ainsi que leur
vascularisation (1, 2, 9). De fagon exception-
nelle, des formes primaires existent, expliquées
par des mutations de génes responsables de la
dégradation de PGE2 (1, 10).

La description radiographique retrouve, clas-
siquement, une image de périostose bilatérale
qui se manifeste le long des diaphyses et méta-
physes des os longs et épargne généralement
les épiphyses (1, 11). Le tibia, le péroné, le
radius et le cubitus sont les os les plus fréquem-
ment touchés, suivis par les phalanges des
doigts. Les radiographies peuvent aussi retrou-
ver un aspect bulbaire des phalanges distales
(reflet de I'hippocratisme digital). L'aspect scinti-
graphique est typique, avec un aspect d’hyper-
fixation bilatérale, linéaire et symétrique, situé a
la surface métaphyso-diaphysaire des os longs,
épargnant aussi généralement les épiphyses, et
atteignant principalement les tibias (1). On parle
alors de signe de la «double bande».

Dans la mesure du possible, la prise en
charge repose sur le traitement curatif étiolo-
gique, qui permet habituellement une résolu-
tion des signes cliniques et scintigraphiques. La
prise en charge symptomatique repose sur la
corticothérapie et I'utilisation de bisphosphonate
(1, 2, 12).

IMPLICATIONS POUR LA PRATIQUE
CLINIQUE

Lidentification d’'une périostite bilatérale est
un élément a ne pas banaliser, en particulier
chez un patient sans activité sportive intensive.
Ce cas clinique illustre une patiente présentant
des douleurs articulaires et osseuses d’horaire
inflammatoire. L'examen clinique identifie des
synovites et un hippocratisme digital. Les radio-
graphies et la scintigraphie osseuse décrivent
une périostite bilatérale.

Cette association permet d’identifier un syn-
drome d’osteoarthropathie hypertrophique et de
dépister une néoplasie pulmonaire, fréquem-
ment associée.

L'anamnése (douleurs osseuses bilatérales
inflammatoires), I'examen clinique (hippocra-
tisme digital et arthrites) et I'analyse de la scin-
tigraphie osseuse (périostite bilatérale) sont

les éléments-clés pour identifier ce syndrome.
Ensuite, la connaissance théorique de son
caractére para-néoplasique compléete efficace-
ment le bilan. Ceci permettant un diagnostic
et une prise en charge oncologique précoces,
avant la dissémination.

CONCLUSION

La triade «périostite - arthrites - hippocra-
tisme digital» est la symptomatologie classique
de 'HOA. Bien que rare, ce syndrome mérite
d’étre connu en raison de sa forte association
avec une cause maligne, en particulier un carci-
nome pulmonaire non a petites cellules. La pré-
sence d'une périostite bilatérale doit alerter et
faire évoquer ce syndrome.
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