1452 (42)

10.4414/fms.2023.1301495396 | 2023;23(47):1452-1454 | Forum Médical Suisse

Le cas particulier | Peer-Reviewed Article

Cause rare d’cedéme de la moelle osseuse

Douleurs chronigques au talon
chez une jeune patiente
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Contexte

Nous décrivons ici le cas d’'une patiente atteinte
d’une affection rare: lostéomyélite chronique
non bactérienne (OCN), une maladie osseuse
inflammatoire stérile a caractére rhumatismal,
qui se manifeste typiquement durant Ienfance.
La pose du diagnostic est un défi et il nest pas
rare quelle naboutisse quau cours de Iévolu-
tion ultérieure, en raison de l'absence de para-
metres cliniques, de laboratoire et radiolo-
giques spécifiques, comme le montre notre
exemple de cas.

Présentation du cas

Anamneése et examen clinique

Une patiente de 22 ans nous a été adressée en
interne par léquipe «Pied» pour un bilan os-
téologique en raison d'un cedéme progressif de
la moelle osseuse au niveau du calcanéum
droit, confirmé par imagerie par résonance
magnétique (IRM). Lanamnese a révélé des
douleurs au talon droit atraumatiques, liées a
leffort et progressives au fil du temps depuis

Figure 1: Coupes histologiques du calcanéum: grossissement d’ensemble avec coloration a I’lhématoxyline-éosine (A) et coloration au Giemsa, gros-

lage de 10 ans. Depuis un a deux ans, des dou-
leurs au repos et une tendance au gonflement
se sont ajoutées. Les tentatives de traitement
antérieures, avec mise en décharge a laide de
cannes, amortisseur de talon et immobilisa-
tion dans un platre pendant quatre semaines,
navaient pas apporté de soulagement notable,
a lexception de la prise détodolac, principale-
ment pour les douleurs nocturnes. La patiente
a déclaré ne pas souffrir dautres arthralgies/
arthrites, denthésites, daffections ophtalmolo-
giques inflammatoires ou de troubles gas-
tro-intestinaux.

Sur le plan clinique, elle sest présentée en
bon état général et afébrile, avec une légere boi-
terie de décharge a droite. Localement, il y avait
des contours grossiers dus a un gonflement de
larriére-pied avec un léger échauffement et une
douleur a la pression prononcée du calcanéum.
Le tégument était sans particularité.

Résultats
Les analyses de laboratoire ont révélé un hé-
mogramme normal, une protéine C réactive

sissement plus fort, (B) avec infiltrat de cellules lymphoplasmocytaires du calcanéum.
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(CRP) normale et une vitesse de sédimen-
tation (VS) élevée de 30 mm/h (norme:
<20 mm/h). Les parametres du métabolisme
osseux étaient normaux (calcium, phosphate,
parathormone, phosphatase alcaline, créati-
nine, gamma-glutamyl-transférase [GGT]), a
lexception d’un taux sous-optimal de
25(OH)-vitamine D. Le dépistage infectiolo-
gique a la recherche du virus de l'immunodéfi-
cience humaine (VIH), de I'hépatite B et C ou
de la syphilis sest révélé négatif, de méme que
le bilan immunologique (anticorps antinu-
cléaires [ANA], facteur rhumatoide [FR]) et la
recherche de Tlantigéne leucocytaire humain
(HLA-)B27 en tant que composant évocateur
d’'une maladie appartenant au groupe des
spondylarthrites. Lostéodensitométrie a mis
en évidence une densité osseuse réduite
compte tenu de l'age, en présence de facteurs
de risque ostéologiques tels quun apport ali-
mentaire insuffisant en calcium, une carence
en vitamine D (actuellement sous traitement
de substitution) et un faible poids (indice de
masse corporelle actuel: 16 kg/m?).
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Figure 2: Imagerie par résonance magnétique du calcanéum: séquence sagittale STIR (A) avec
cedeme étendu de la moelle osseuse et séquence sagittale pondérée en T1 (B) avec remplacement
de la moelle osseuse.

Diagnostic, traitement et évolution
Nous sommes partis du principe que lcedéme
médullaire progressif et douloureux, accompa-
gné d’irrégularités de la corticale plantaire du
calcanéum, était dt a un processus inflamma-
toire chronique et non a une réaction de stress
liée a la densité osseuse réduite. D’autres foyers
osseux ont été exclus par IRM du corps entier.
Du fait de latteinte solitaire dans une localisa-
tion peu typique dune OCN, lindication
d’une biopsie a été posée afin dexclure dautres
diagnostics différentiels comme une néoplasie
ou une infection. Le tableau histologique cor-
respondait @ une inflammation subaigué avec
une faible activité chronique, et lexamen mi-
crobiologique était négatif (fig. 1).

Le diagnostic OCN unifocale a ainsi pu
étre posé.

Apres un soulagement initial rapide des
symptémes et une normalisation de la VS ob-
tenus par la prise quotidienne de 300-600 mg
détodolac, des douleurs accrues et un gonfle-
ment au niveau rétro-malléolaire sont réap-
parus trois mois plus tard. Apres une absence
de réponse au passage d’'un traitement par
anti-inflammatoires non stéroidiens (AINS) a
une association de naproxéne et désomé-
prazole, un traitement antirésorptif par risé-
dronate 35 mg a été instauré. La décision dop-
ter pour un bisphosphonate et non pas en
premier lieu pour des glucocorticoides,
«disease-modifying anti-rheumatic drugs»
(DMARD) ou inhibiteurs du facteur de né-
crose tumorale (TNF)-a a été prise en raison
de lactivité humorale inflammatoire devenue
entre-temps indétectable et de la densité os-
seuse diminuée pour I'4ge. En raison de plu-
sieurs récidives cliniques avec exacerbations
de la douleur et d’une trés bonne réponse,
mais seulement a court terme, a une cortico-
thérapie a haute dose de dix jours, le traite-
ment a été complété par le DMARD sulfasala-
zine; par la suite, du fait d’'une réponse
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partielle, une escalade thérapeutique au
moyen de l'inhibiteur du TNF-a certolizu-
mab a finalement été entreprise. Un contrdle
de suivi par IRM a été prescrit en raison de
lexacerbation des douleurs apreés la réduction
de la corticothérapie et a heureusement mon-
tré une nette régression de loedeme de la
moelle osseuse.

Lévolution de la maladie chez notre pa-
tiente, avec des récidives et la nécessité
délargir le traitement, nest pas inhabituelle
pour cette affection, ce qui conforte finale-
ment encore plus lexactitude de ce diagnos-
tic dexclusion.

Discussion

LOCN est une maladie rare, qui se manifeste
principalement durant lenfance et l'adoles-
cence [1]. Lincidence est estimée a 0,45 pour
100 000 personnes [2]. Des données relatives a
la prévalence ne sont pas disponibles. En rai-
son de la difficulté de confirmer le diagnostic
du fait de l'absence de parameétres cliniques et
de laboratoire spécifiques ainsi que de criteres
de classification, il y a vraisemblablement un
grand nombre de cas non diagnostiqués. Le
sexe féminin est plus souvent atteint, avec un
rapport de 2:1, et l'age moyen lors de lappari-
tion de la maladie est de 10 ans [3].

Le pathomécanisme sous-jacent reste in-
certain. Une origine microbienne na pas pu
étre confirmée [4]. Sur le plan pathogénique,
on suppose qu’il existe un déséquilibre entre
les cytokines pro-inflammatoires et anti-in-
flammatoires du systtme immunitaire inné.
Une composante génétique est discutée [1].

Laffection est subdivisée en fonction du
profil datteinte (uni- ou multifocale) et de
Iévolution (récurrente ou non récurrente).
Des passages d'une maladie unifocale a une
maladie multifocale ont été décrits [5]. Parmi
les sites de prédilection figurent la clavicule, les
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métaphyses des os longs des membres infé-
rieurs, le bassin, la colonne vertébrale, le cal-
canéum et la mandibule, bien que toute région
du squelette puisse en principe étre touchée.
Latteinte de la colonne vertébrale est associée a
un mauvais pronostic en raison des fractures et
des déformations possibles (vertebra plana,
scoliose, cyphose) [6].

LOCN est également souvent associée a
des altérations inflammatoires de la peau (par
ex. acné, pustulose palmo-plantaire, psoriasis
vulgaire) et a des maladies inflammatoires
chroniques de l'intestin (3, 7].

La maladie provoque des douleurs os-
seuses circonscrites aigués, y compris la nuit,
parfois accompagnées d’'une rougeur, d’'un
échauffement et d'un gonflement. Des arthrites
adjacentes a la lésion osseuse ont été décrites.
Contrairement a lostéomyélite bactérienne, les
personnes touchées sont généralement en bon
état général et afébriles a subfébriles.

L'OCN est un diagnostic dexclusion. Il
nexiste pas de biomarqueur de laboratoire
spécifique pour confirmer ou exclure le dia-
gnostic ou pour prédire une poussée. La CRP
etla VS peuvent étre élevées, mais sont souvent
normales [8]. Il n’y a pas de prévalence accrue
de présence du HLA-B27 [1].

Une radiographie conventionnelle est pres-
crite en tant que premier examen diagnostique,
sachant quelle présente une limite quant a la
détection des Iésions asymptomatiques ou pré-
coces (début des symptdmes <3 semaines) [8].
La scintigraphie osseuse du corps entier a une
sensibilité élevée pour la détection des lésions,
mais elle est de plus en plus remplacée par
PIRM du corps entier en raison de lexposition
aux rayonnements et du développement conti-
nu des modalités d’imagerie diagnostique.
LIRM permet de détecter précocement
leedéme de la moelle osseuse et donc l'ampleur
de Tlactivité, ainsi que les réactions inflamma-
toires adjacentes (périostite et synovite). Les
autres altérations radiologiques sont los-
téolyse, la sclérose et I'hyperostose (fig. 2 et 3).

La biopsie permet notamment dexclure
des néoplasies (par ex. ostéosarcome, sarcome

Figure 3: Tomodensitométrie du calcanéum:
coupe sagittale montrant une sclérose nette et
des érosions.
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d’Ewing, lymphome), une histiocytose a cel-
lules de Langerhans et un processus infectieux
(par ex. mycobactéries, Staphylococcus aureus).
Il est possible de renoncer a une biopsie osseuse
en cas de bon état général, d'analyses de labora-
toire normales et datteinte symétrique ou mul-
tifocale dans des localisations typiques [8, 9].

Le traitement est empirique et repose sur
des avis dexperts et des études de cas, de
grandes études prospectives faisant défaut a ce
jour. Les AINS sont utilisés comme traitement
de premiére ligne, pour autant qu’il n’y ait pas
datteinte vertébrale. Les glucocorticoides, les
DMARD (méthotrexate, sulfasalazine), les in-
hibiteurs du TNF-a (infliximab, adalimumab,
étanercept) et les bisphosphonates intravei-
neux (pamidronate) sont utilisés comme trai-
tement de deuxiéme ligne [3, 10]. Une autre
possibilité thérapeutique pourrait étre, comme
décrit dans une petite étude de cas, I'inhibition
de linterleukine (IL) 1, mais il nexiste a ce jour
aucune preuve a ce sujet [11].

Il nexiste pour Iinstant pas de lignes direc-
trices claires concernant la durée du traite-
ment. Cune des difficultés réside dans le déca-
lage entre la réponse clinique et radiologique,
lautre dans la distinction entre Iévolution «na-
turelle» en cas daffection récurrente et damé-
lioration «spontanée» d’'une part et la «réponse
au traitement» d’autre part.

L’essentiel pour la pratique

e ’ostéomyélite chronique non bactérienne
(OCN) est un diagnostic d’exclusion.
e |l convient de penser a une OCN en cas de
douleurs osseuses récurrentes, immobili-
santes et présentes également la nuit chez
des enfants ou de jeunes adultes en bon état
général et sans fiévre, ainsi qu’en cas d’at-
teinte symétrique dans des localisations ty-
piques (clavicule, métaphyse des os longs
des membres inférieurs, mandibule).
Des antécédents personnels ou familiaux de
maladies associées, telles que psoriasis vul-
gaire ou maladies inflammatoires chroniques
de Iintestin, augmentent la probabilité d’'une
OCN.
L'imagerie par résonance magnétique du
corps entier est 'examen diagnostique de
référence.
Le traitement de premiére ligne fait appel a
des anti-inflammatoires non stéroidiens. En

cas d’atteinte sévere ou d’atteinte de la
colonne vertébrale, des traitements par
«disease-modifying anti-rheumatic drugs»
(méthotrexate, sulfasalazine), bisphospho-
nates intraveineux et inhibiteurs du facteur
de nécrose tumorale a ont été décrits.
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