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Ostéosclérose intra-médullaire du tibia chez l'enfant Intra-Medullary Osteosclerosis of the Tibia in Children

Une image compatible avec un nidus faisait suspecter une lésion de type ostéome ostéoïde dans 3 cas au scanner (Fig. 4).Les IRM réalisées ont montré la présence d'une image compatible avec une fracture de stress grade IV selon la classification de Frédéricson [START_REF] Fredericson | Tibial stress reaction in runners. Correlation of clinical symptoms and scintigraphy with a new magnetic resonance imaging grading system[END_REF] (Fig. 5). Toutes étaient visibles sur la radiographie standard ou sur les coupes Aucun des traitements décrits, immobilisation/décharge, embrochage ou enclouage, n'a permis la régression des douleurs et des images claires linéaires antéro-latérales.

DISCUSSION

Nous rapportons une série de 7 cas pédiatriques d'ostéosclérose intra-médullaire tibiale confirmée a posteriori par l'évolution à moyen et long terme. La présence d'arguments initiaux radiologiques aurait pu permettre un diagnostic dès la première consultation dans 5 cas sur 7, confirmant notre hypothèse. En effet, la localisation de l'épaississement cortical médio-diaphysaire tibial était située strictement en zone médio-diaphysaire antérolatérale et représentait un tiers de la longueur du tibia. Les deux principaux diagnostics différentiels à évoquer sont l'ostéome ostéoïde et les fractures de stress [START_REF] Vernejoul | Sclerosing bone disorders[END_REF].

Les fractures de stress surviennent après un surmenage physique et nécessitent une simple décharge ou une immobilisation plâtrée de quelques semaines [START_REF] Norfray | Early confirmation of stress fractures in joggers[END_REF][START_REF] Niemeyer | Stress fractures in adolescent competitive athletes with open physis[END_REF]. Elles sont provoquées par des épisodes répétés de stress [START_REF] Brunet | A survey of running injuries in 1505 competitive and recreational runners[END_REF]. Dans notre série, aucun enfant ne pratiquait d'activité physique répétitive ou de compétition ou n'avait récemment augmenté son activité physique. La prise en charge orthopédique était un échec. Selon la série de Devas et al. comprenant 43 fractures chez l'enfant, les fractures de stress se localisent au tiers proximal postéro-médial du tibia contrairement aux localisations médio-diaphysaires antérolatérales de notre série [START_REF] Devas | Stress fractures in children[END_REF]. Cette localisation est communément reprise dans diverses séries [START_REF] Davies | Fatigue fractures of the femoral diaphysis in the skeletally immature simulating malignancy[END_REF][START_REF] Kozlowski | Midshaft tibial stress fractures in children[END_REF][START_REF] Tyrrell | Magnetic resonance imaging appearances of fatigue fractures of the long bones of the lower limb[END_REF]. L'ostéome ostéoïde est une tumeur osseuse bénigne principalement observée chez les enfants et les adultes jeunes en zone diaphysaire des os longs qui entraine des douleurs typiquement inflammatoires associées à une hyperostose focale et une image en nidus inférieure à 20mm [START_REF] Touraine | Tibial hyperostosis: a diagnostic approach[END_REF]. Ce nidus est richement vascularisé en scanner et IRM entrainant fréquemment la visualisation d'un vaisseau nourricier ce qui n'était pas le cas dans notre série [START_REF] Yaniv | Osteoid osteoma-steomaavessel sign[END_REF][START_REF] Chai | Radiologic Diagnosis of Osteoid Osteoma: From Simple to Challenging Findings[END_REF]. Par ailleurs, aucun patient ne présentait de douleur d'horaire inflammatoire. Le traitement par radiofréquence a prouvé son efficacité dans cette indication en pédiatrie et s'est révélé inefficace dans cette série [START_REF] Hage | Percutaneous Radiofrequency Ablation for the Treatment of Osteoid Osteoma in Children and Adults: A Comparative Analysis in 92 Patients[END_REF].

La réalisation d'une biopsie doit être discutée. Waisman et al. par leur série de fractures de stress concluaient qu'en présence d'une lésion pouvant faire évoquer une fracture de stress en cours de consolidation, la biopsie n'était nécessaire qu'en cas d'absence de modification radiologique après quelques semaines [START_REF] Waisman | Stress fractures: a diagnostic problem[END_REF]. Dans notre série une biopsie a été réalisée et n'a pas permis d'étayer le diagnostic. La réalisation d'une biopsie ne nous paraît pas justifiée en présence d'une image claire linéaire transversale au sein d'un épaississement cortical antéro-latéral n'évoquant pas un nidus et en absence de doute quant à une pathologie tumorale maligne.

La prise en charge de l'ostéosclérose intra-médullaire n'est pas décrite dans la littérature. Green et al. ont décrit 6 prises en charge difficiles de fractures « de stress » correspondant à une hyperostose cortico-médullaire médio-diaphysaire antérolatérale tibiale associée à une solution de continuité antérolatérale comme retrouvée dans notre série, avec échec du traitement orthopédique, ayant nécessité la réalisation d'une excision-greffe de la lésion [START_REF] Green | Nonunions of stress fractures of the tibia[END_REF]. D'autres fractures « de stress » diaphysaires tibiales de consolidation difficile sont retrouvées dans la littérature [START_REF] Milgrom | Understanding the etiology of the posteromedial tibial stress fracture[END_REF][START_REF] Mabit | Non-union of a midshaft anterior tibial stress fracture: a frequent complication[END_REF][START_REF] Rettig | The natural history and treatment of delayed union stress fractures of the anterior cortex of the tibia[END_REF]. Mabit [START_REF] Mabit | Non-union of a midshaft anterior tibial stress fracture: a frequent complication[END_REF][START_REF] Rettig | The natural history and treatment of delayed union stress fractures of the anterior cortex of the tibia[END_REF]. Dans notre série, aucune résection-comblement par autogreffe n'a été réalisée. Le traitement orthopédique a échoué dans tous les cas ainsi que l'embrochage centromédullaire ou l'enclouage. Cependant, le traitement mis en place a permis un amendement temporaire des douleurs allant de quelques mois à quelques années.

Cette étude rétrospective est limitée par le faible nombre de patients, en rapport avec la rareté de cette pathologie, et son hétérogénéité en terme de suivi et de prise en charge.

Cependant elle permet de constater des lésions radiologiques identiques. La présence d'un antécédent de prélèvement de périoste chez deux patients peut représenter un biais. A notre connaissance aucune étude ne rapporte de cas de douleurs ou de fracture compliquant cette procédure [START_REF] Stricker | Periosteal graft in the repair of complete primary cleft palate[END_REF][START_REF] Bonin | Development of the maxilla in patients with complete unilateral cleft palate surgically treated by a periosteal transplantation technic. A retrospective study of 15 surgical cases with an 18 year follow-up[END_REF]. Par ailleurs les prélèvements périostés ont été réalisés en face antéromédiale et non antéro-latérale, siège des lésions retrouvées. Enfin, la présence d'un perdu de vue au décours du traitement orthopédique premier limite les conclusions et l'analyse de ce cas et ne permet pas de conclure à l'absence totale d'efficacité du traitement orthopédique. 

2 RESUME

 2 Introduction: L'ostéosclérose intra-médullaire du tibia est rare et correspond à la présence d'une hyperostose tibiale diaphysaire douloureuse chronique sans facteur déclenchant retrouvé. Les principaux diagnostics différentiels sont la fracture de stress et l'ostéome ostéoïde. Les quelques cas décrits concernent essentiellement une population adulte. Hypothèse : Le diagnostic d'ostéosclérose intra-méduallaire du tibia peut-il être établi lors de la première consultation ? Patients et méthode: Cette étude rétrospective concerne 7 patients, 4 garçons et 3 filles, de 11 ans d'âge moyen. Les critères cliniques et radiologiques (radiographie standard, scanner, IRM et scintigraphie osseuse) ont été analysés ainsi que les résultats des prises en charge réalisées. Résultats: Tous les patients présentaient dès la première consultation une tuméfaction antérieure médio-diaphysaire tibiale douloureuse associée à un épaississement cortical antérolatéral tibial avec extension endo-médullaire accompagné dans 5 cas sur 7 d'une image claire linéaire, sans autre anomalie osseuse. Les traitements réalisés (orthopédique, embrochage, enclouage) ont été inefficaces en terme de consolidation et de disparition des douleurs mais ont permis des périodes d'indolence temporaire avec ou sans consolidation radiologique. Discussion: L'ostéosclérose intra-médullaire du tibia est probablement sous diagnostiquée car peu décrite. Elle correspond à un épaississement cortical et endosté possédant des caractéristiques précises de localisation antérolatérale médiodiaphysaire, associé ou non à une image claire linéaire pouvant permettre un diagnostic précoce. Elle peut être confondue à tort avec une fracture de stress mais possède des critères radiologiques propres. Sa prise en charge reste difficile. Niveau de preuve : IV, série de cas Mots-clés : fracture de stress, fracture du tibia, ostéome ostéoïde, hyperostose, dyspasie osseuse sclérosante, pseudarthrose INTRODUCTION L'ostéosclérose intra-médullaire est une pathologie rare, décrite par Abdul-Karim en 1988 [1]. Elle correspond à un épaississement cortical médio-diaphysaire tibial associé à des douleurs mécaniques en regard. Cette pathologie n'est pas héréditaire, infectieuse, traumatique ou systémique. Elle peut être uni ou bilatérale avec des manifestations à tout âge, sans désordre biologique. Chanchairujira et al. en 2001 reprenaient cette terminologie sur une série de 9 cas [2]. Avinash et al. en 1999 et Rosenberg et al. en 2008 décrivaient également chacun un cas adulte d'hyperostose tibiale bilatérale [3-4]. Seuls 2 cas pédiatriques sont rapportés dans la littérature [1,2]. Les diagnostics différentiels principaux sont l'ostéome ostéoïde et les fractures de fatigue, occasionnant une errance diagnostique initiale. Aucune série, à notre connaissance, n'en a décrit la prise en charge. Nous rapportons une série descriptive multicentrique rétrospective de 7 cas pédiatriques d'ostéosclérose tibiale diaphysaire dans le but de répondre aux questions suivantes : -Est-il possible de poser le diagnostic d'ostéosclérose intra-médullaire lors de la première consultation ? -Comment éliminer le diagnostic de fracture de stress dans ces conditions ? -Comment éliminer le diagnostic d'ostéome ostéoïde dans ces conditions ? -Faut-il biopsier ? -Quelle prise en charge peut-on proposer ? Nous formulons l'hypothèse que le diagnostic d'ostéosclérose intra-médullaire du tibia chez l'enfant est réalisable dès la première consultation. MATERIEL ET METHODE Patients : Les enfants présentant des douleurs tibiales diaphysaires associées à une condensation osseuse et présentant une évolution défavorable et inhabituelle sous traitement orthopédique ont été inclus de manière rétrospective après consultation au sein des services d'orthopédie pédiatrique des CHU de Montpellier, Toulouse, Saint-Etienne et Nancy entre 1993 et 2016. Sept patients, âgés de 4,3 à 14,5 ans lors de la première consultation, dont les données cliniques sont regroupées dans le tableau 1, étaient concernés. Parmi les antécédents, on dénombrait deux cas de prélèvement périosté tibial antéro-médial à l'âge de 4 mois pour la cure d'une fente labio-naso-palatine avec apparition de douleurs après un délai respectif de 12,4 et 14,1 ans. Aucun patient ne pratiquait d'activités physiques répétitives ou de compétition. Aucun index de masse corporel n'était au-dessus des valeurs normales. On ne dénombrait aucune anomalie cutanée ou dysmorphique pouvant faire évoquer une pathologie syndromique. Tous présentaient des douleurs mécaniques modérées médio-diaphysaires antérieures du tibia sans traumatisme évident ni augmentation des activités physiques récentes, associées à une tuméfaction antérieure en regard de la zone douloureuse. Aucun patient ne présentait de douleur nocturne ou de douleur au repos. Méthode : L'étude radiologique, résumée dans le tableau 2, relevait la présence de physes, la présence et la localisation d'une image claire linéaire transversale, l'étendue de la sclérose et l'atteinte des tissus mous en radiographie standard (7 patients sur 7), scanner (TDM) (6/7), imagerie par résonnance magnétique (IRM) (4/7) et scintigraphie osseuse au Tc99m (2/7). Aucune analyse biologique n'a été réalisée de manière systématique devant l'absence d'argument en faveur d'une pathologie générale ou maligne. Les radiographies standard réalisées lors de la première consultation puis les données scannographiques mettaient en évidence des cartilages de croissances actifs, un épaississement de la corticale antérieure du tibia en regard de la zone douloureuse et un comblement endo-médullaire partiel en zone latérale (Fig.1 et 2). Une image claire linéaire était visible dans 5 cas sur 7, en zone antéro-latérale (Fig.3). Les scléroses mesurées sur les radiographies de profil étaient strictement médio-diaphysaires et représentaient en moyenne un tiers de la longueur du tibia.

  scannographiques. Aucun oedème des parties molles n'était visualisé. Une image compatible avec un nidus était présente dans un cas en IRM. Cette même image était visible au scanner et a fait l'objet d'une biopsie scannoguidée. Le scanner réalisé lors de la biopsie ne retrouvait plus cette image. L'histologie ne retrouvait pas d'argument en faveur d'un ostéome ostéoïde ni en faveur d'un cal fracturaire. Les 2 scintigraphies réalisées retrouvaient une hyperfixation focale du tibia en regard de la zone douloureuse au temps tardif, sans hyperfixation précoce. Il existait par ailleurs une hyperfixation légère de l'ensemble du tibia atteint. Il n'existait pas d'atteinte controlatérale. Dans tous les cas un traitement orthopédique par décharge ou botte plâtrée sans appui a été instauré pour une durée de 4 semaines. On notera la présence d'un perdu de vue durant ce traitement. Aucun traitement n'a permis l'amendement des douleurs et la disparition de l'image claire linéaire. Dans 2 cas (patients 2 et 3), après un amendement des douleurs de 1 et 2 ans, un second traitement orthopédique a permis l'indolence. Puis, à respectivement 6ans 9mois et 6ans de la prise en charge initiale, après régression des images radiologiques, l'apparition d'une fracture bicorticale en regard de la zone initiale traitée orthopédiquement a abouti à la persistance de douleurs malgré une consolidation radiologique pour l'un et à l'absence de douleur avec persistance d'une image claire linéaire radiologique pour l'autre. Dans 2 autres cas, les douleurs ont persisté après traitement par radiofréquence dans le cadre de la suspicion d'ostéome ostéoïde. La réalisation d'un embrochage centromédullaire élastique stable à un an de la prise en charge initiale a permis l'amendement des douleurs et l'obtention de la consolidation osseuse radiologique dans un cas. Le retrait de l'embrochage à un an de sa pose a entrainé la réapparition des douleurs qui ont pu être soulagées par la mise en place d'un nouvel embrochage, efficace durant deux ans, délai au bout duquel les douleurs ont réapparu. La réalisation d'un enclouage centro-médullaire n'a pas permis la disparition des douleurs malgré une consolidation osseuse acquise radiologiquement. RESULTATS Parmi les 7 cas décrits, le diagnostic n'a jamais été posé lors de la première consultation. Les hypothèses diagnostiques évoquées sur la radiographie standard étaient initialement dans tous les cas une fracture de stress. L'absence de régression des douleurs après traitement orthopédique et l'absence de notion de microtraumatisme répété ou d'augmentation récente des activités physiques ont conduit à la réalisation d'examens complémentaires. L'analyse des radiographies standard initiales mettait en évidence dans tous les cas la présence d'une sclérose corticale antérieure strictement médio-diaphysaire et représentant un tiers de la longueur de la diaphyse. On constatait également une sclérose latérale dans 6 cas sur 7 et un image claire linéaire antérieure ou antéro-latérale au sein de cet épaississement cortical dans 5 cas sur 7. Ainsi, le diagnostic d'ostéoclérose intramédullaire du tibia aurait pu être fait lors de la première consultation dans 5 cas sur 7. Les données cliniques et radiographiques n'étaient pas compatibles avec une fracture de stress en terme de localisation (strictement médio-diaphysaire et antérolatérale). L'échec du traitement orthopédique initial réalisé chez l'ensemble des patients et l'évolution au terme d'un suivi moyen de 3,5 ans tendent également à exclure ce diagnostic. Dans 3 cas, une lésion de type ostéome ostéoïde a été suspectée sur l'imagerie en coupe malgré l'absence de douleur inflammatoire. Dans un cas, l'image de nidus évoquée initialement n'a pas été retrouvée lors du scanner de la séance de radiofréquence. L'analyse scannographique ne retrouvait pas de vaisseau alimentant classiquement la lésion et, l'IRM, pas d'hypervascularisation [6,7]. Les 2 patients traités par radiofréquence n'ont pas présenté d'amélioration clinique. Le 3 ème patient a présenté une fracture bicorticale à 6 ans de délai et n'a jamais présenté de symptomatologie en faveur d'un ostéome ostéoïde. Un traitement orthopédique a permis la disparition des lésions mais la persistance de douleurs mécaniques. La biopsie réalisée à l'occasion d'un traitement par radiofréquence ne retrouvait pas d'argument pour un ostéome ostéoïde ou un cal fracturaire. Il s'agissait d'un tissu osseux discrètement remanié (« tissu osseux lamellaire sans lésion congestive. Entre les travées, tissu médullaire avec de rares lymphocytes sans polynucléaire »).
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 2 Fig.2 : Patient n°6 : TDM fenêtre osseuse, coupe frontale (A) et sagittale (B) : présence d'une image claire linéaire antéro-latérale au sein d'un épaississement cortical.

Fig. 3 :

 3 Fig.3 : Patient n°2 (1) et n°4 (2) : Radiographies standard de face (A), profil (B), lors de la première consultation : épaississement cortical antéro-latéral, image claire linéaire transversale en zone médio-diaphysaire.

Fig 4 .

 4 Fig 4. :Patient n°4 : TDM, coupes sagittales : image en nidus faisant évoquer le diagnostic d'ostéome ostéoïde, épaississement cortical antérieur.

Fig. 5 :

 5 Fig.5 : Patient n°5 : IRM, coupes sagittales, pondération T1 (A) et T1 Fat-Sat/Gadolinium (B) : image linéaire transversale sans anomalie des parties molles.

  

  et al. et Rettig et al. rapportent 2 cas d'excisiongreffe salvatrice après échec de traitement orthopédique et d'électrostimulation dans des cas similaires

  Localisation exprimée en pourcentage de la longueur du tibia; la physe proximale tibiale correspondant à l'origine de la mesure.

											Tableau 2 : Données radiologiques		
	Patient 1 2	Age à la 1ère consultation (années) 9,9 5,8 Patient Corticale consultation Délai de (mois) 36 1 Sclérose Suivi (années) 0 Radiographie standard Sexe M Côté D atteint (1 : présence. 0 : absences. -: Examen non réalisé.) Localisation Antécédents de la douleur 0 1 TDM (6 patients/7) Antéro-latérale 8 1 1 Pseudarthrose congénitale Antéro-latérale du tibia chez un frère Image claire linéaire Sclérose intra-médullaire Image claire linéaire Nidus Intra-médullaire Localisation* (%) Etendue (%)	IRM (4 patients/7) Image claire transversale Nidus	Scintigraphie (2 patients/7) Hyperfixation
	3	1 2	4,3 Antérieure Latérale 3 Antérieure Latérale	7	55,6 52,3	1	1 16,7 20,4	Non Antéro-latérale	1 -	0 Antéro-latérale -	0 -	-1	-0	--
		3	Antérieure Latérale		47,9		26,3	Antérieure	1	1	1	-	-	-
	4	4	13,8 Antérieure Latérale 7	0,5	51,9	1	0 21,2	Antérieure	1	Antéro-latérale 1	1	1	0	-
	5	5	13 Antérieure Latérale 7	0,5	55,6	0	1 41,1	Antérieure	1	Antéro-latérale 1	1	1	1	1
		6	Antérieure Latérale		56,5		33,5	Antéro-latérale	1	1	0	1	0	1
	6	7	12,7 Antérieure	1	0	8	53,4	0	1 38,8	Prélèvement de périoste Non 1	Antéro-latérale 0	0	-	-	-
				Moyenne				53,3		28,3					
	7		14,5	Minimum	1		0,5	47,9	1	1 16,7	Prélèvement de périoste	Antéro-latérale		
	Moyenne Minimum Maximum		10,6 4,3 14,5	Maximum Ecart-type	8 1 36		3,5 0 8	56,5 3,0		41,1 9,6					
	Ecart-type		4,1		12,6		3,9								
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