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Les hyperostoses sterno-costo-claviculaires

Conceptions nosologiques
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— RESUME

Les hyperostoses sterno-costo-claviculaires.
Conceptions nosologiques.

P. PErgE, J.P. FaGART, D. REGENT, B. BANN-
WARTH, A. GAUCHER.

Sous le terme d’ hyperostoses sterno-costo-clavi-
culaires sont regroupées des affections de pathogénie
différente. Elles résultent d'une enthésiopathie ossi-
Jiante, qu'elle soit inflammatoire, isolée a la paroi
thoracigue antérieure ou associde @ une spondylar-
thropathie notamment la spondylarthrite ankylosante,
ou qu'elle soit dégénérative, ['hyperostose thora-
cigue antdrieure §'imégrant le plus souvent d une
hyperostose vertébrale engainante. Elles doivent étre
distingudes des hyperostoses thoraciques antérienres,
conséquence d une ostéopathie inflammataire, qui se
voient chez les sujets jeunes et sont souvent associées
a d’ autres atteintes osseuses pelvirachidiennes ou des
os longs.

Mots-clés : Hyperostoses. Conceptions nosologiques,

— SUMMARY

Sternocostoclavicular hyperostesis. Nosologic
concepits.

P. PEreé, J.P. FaGarT, D. REGENT, B. Bann-
WARTH, A. GAUCHER.

The term sternocostoclavicular hyperostosis
groups qffections of different pathogenicity. These
result from an ossifying enthesiopathy, either inflam-
matory, isolated to the thoracic wall anteriorly or
combined with a spondylarthropathy, particularly
ankylosing spondylitis, or degenerative, the anterior
thoracic hyperostosis usually being part of an
ensheathing vertebral hyperostosis. A differential
diagnosis is anterior thoracic hyperostosis due to an
inflammatory osteopathy occurring in young patients
and often associated with other bone lesions of pelvis
and spine or long bones.

Kev-words : Hyperostosis. Nosologic concepts,

L’hyperostose sterno-costo-claviculaire (HOSCC}) est
un syndrome rare, d'évolution chronique, de cause
inconnue, caractérisé par une hyperirophie condensante du
sternum, des clavicules &t des premiéres cltes.

Son individualisation est récente, SONOZAKI ayant
d’abord décrit en 1974 une affection qui lui est trés proche :
I'ossification  inter-sterno-costo-claviculaire (OISCC). Un
an plus tard, KoHLER [12] rapportant trois cas d’hyper-
trophie osseuse thoracique antérieure lui a donné sa
dénomination actuelle, En 1979 Sonozarl [20], éwdiant
22 malades rapprochait QISCC et HOSCC en les considé-
rant comme des stades évolutifs de la méme maladie. Il
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soulignait leur fréquente association & une pustulose palmo-
plantaire, & des atteintes pelvi-rachidiennes similaires 3
celles de la spondylarthrite aokylosante. Les premiéres
observations frangaises publifes sont celles de Camus [4]
puis de Prost [16] en 1980. Depuis, plus de 250 cas ont
été signalés dans la littérature mondiale.

LCependam de nombreuses incertitudes nosologiques
persistent, plusteurs auteurs intégrant I'HOSCC aux spon-
dylarthropathies |3, 6], d’autres les regroupant avec les
manifestations rhumatologiques des acnés sévéres et des
pustuloses palmo-plantaires sous I'acronyme SAPHO (syn-
drome acné pustulose hyperostose ostéite), leur dénomina-
teur commun $tant 1'ostéopathie inflammatoire [5], certains
enfin, trouvant le point de départ sur les enthéses, en font
une enthésiopathie [7, 20].

Ces diverses hypothéses rectlent toutes une part de
vérité mais il semble plus judicieux de parler non pas de
1"hyperostose  sterno-costo-claviculaire mais des hype-
rostoses sterno-costo-claviculaires, comme le prouvent les
observations suivantes.
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Fig. 1. — Observation n® 2.

a} Tomographic de face du manu-
brium sternal. Condensation
hétérogéne du manubrium et de
la partie supérieure du corps
sternal; synostose manubrio-cia-
viculgire gauche.

b) Tomographic de profil du
sternum, Arthropathie manu-
brio-sternale hyperostosante,
appositions vsseuses, £paississe-
ment des perties molles pré et

. rétro-siernales.

b ¢} Radiographie pulmonaire de
£973 montrant une atteinte du
sternum, des deux premidres
cotes pacches et de ta premidre
cie droite. Les calvicules me
sont pas tonchées.

d) En 1976, extension des lésions
la troisitcme cOte gauche. A
noter une trace de biopsie sur la
deuxidme cite gauche.

e} En 1979, atteinte de la moitié inteme de la clavicule gauche :
hypertrophie et condensation par apposition vsseuse périosiée.

D En 1981, la moitié interne de la clavicule guuche est déformée en
fuseau. La condensation osseuse s'est accentuée.

Fra. |. — Case 2.

o} Fomography of sternal manubrium. Frontal image showing heteroge-,
nous condensation of manubrium and upper part of body of sternum;
left manubrioclavicular synostosis.

b) Tomography of sternum. Lateral image showing hyperostozing manu-
briosternal arthropathy with bone appositions and thickening of pre-
and retro-sternal soft tissues.

) Pulmonary radiogram (1973) showing lesions in sterniom, first two ribs
ont left side and first rib on right side. The clavicles are unafficted.

d) Image in 1976 shows extension of lesions to third vib on left vide. Note
sighs of biopsy odf second rib on lefi side.

e} In 1979 the lesion had extended 1o the internal half of left clavicle.
which shows hypertrophy and condensation by perlostal bony appo-
aition.

P I 1981 1he imternal half of left clavicle hus beconte deformed and is
spindle shaped. Bone condensation has accenivated.
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Fic. 2. — Observation n* 3.

a) Radiographic de la paroi thoracique de face. Hyperirophie avec
condensation du manubrium et de 'arc antéricur des premigres cbtes.

b) Tomographie du stemum de profil. Arnthropathie munubrio-sternale
exubérante, appositions OSSCUSCS.

¢} Scintigraphie osseuse. Incidence en face antérieure centrée sur le
thorax. Hyperfixation sur la région manubric-sternale, sur l'arc
antéricur des premidres et deuxidmes cbtes ot sur extrémité intemne des
clavicules,

Fic, 2. — Case 3.

a) Frontal radiograph of thoracic wall showing hyperirophy with
condensation of manubrium and imternal arch of first ribs.

b) Lateral tomograph image of sierpuem showing exuberant manitbrios-
ternal arthroparky with appesitions,

¢} Bone scintigraphy. Amterior fronmal projection centered on thovax
showing enhanced wptake by manubriosternal region, anterior arch of
first and second ribs and internal extremiry of clavicles.

Observations

Cas N |

Malade né en 1929, hospitalisé en janvier 1984 pour des
douieurs thoraciques aggravées depuis un an, associfes & une
pustulose palmo-plantaire.

Les radiographies montrent un discret élargissement, une
condensation de I'exirémité interme des clavicules et une arthro-
pathic manubrio-sternale évoluant vers 1'ankylose. Sur la scintj-
graphie osseuse existent des foyers d’hyperactlivité sur P’extrémité
inteme des clavicules, le manubrium slernal et "arc antérieur des
premigres chies. La vilesse de sédimenlation est B 24/56. Le
groupage HLA est Al0. B35, CW4.

HOSCC associte ¢ une pustulose palmo-planiaire.
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Cas N 2

Malade né en 1930, hospitalisé une premigre fois en 1970
pour une tuméfaction douloureusc de la région manubrio-sternale.
Les radiographies montrent alors une condensation hétérogéne du
manubrium, une synmostose sterno-claviculaire gauche (fig. 1 a) et
une arthropathic manubric-stemale cxubérante (fig. ! b). Les
poussées douloureuses se succédent et les lésions s’étendent. Une
biopsie chirurgicale de cites est cffectuée et I'examen anatomo-
pathologigue conclut 3 I’existence d’une réaction fibro-inflamma-
toire hyperplasique intéressant la moclle osseuse et les lissus
péri-osseux. En 1979 la scintigraphie osseuse montre une
hyperfixation intense des clavicules, du manubrium, du corps du
stemum et des quatre premiers arcs costaux, Les radiographies
confirment I'extension du processus condensant et hyperostosant
{fig. I ¢, d, e, f). Le groupage HLA est: A2, Al0, B27, BlS5.

HOSCC isolée chez un sujer portenr de I'amigine B27,

Cas N° 3

Malade né en 1933, alléguant des algies thoracigues anté-
rieures & I'ige de 49 ans. A ces douleurs de type inflammatoire
sont associées une rovgeur et une tuméfaction en regard. Les
radiographies montrent une hyperostose de 'extrémité interne des
clavicules, du manubrium et de |'arc antérieur des premiéres cotes
{(fig. 2 a), ainsi qu’une arthropathie manubrio-stermale (fig. 2 b).
Des foyers d’hyperactivité isotopique sont retrouvés sur ces
mémes zones {fig. 2 ¢). La VS est 4 8/23. Le groupage HLA est :
A24, A26, A2l, Al4,

HOSCC isolée.

CAS N" 4

Malade de 44 ans, hospitalisé en 1984 pour des douleurs
thoraciques antérieures ayant débuté en 1975 et évoluant par
poussées.

Sur les radiographies sont notés un élargissement et une
condensation de Iarc antérieur des premigres cOtes ainsi qu'une
ossification inter-costo-claviculaire. La scintigraphie osseuse met
en évidence une hyperfixation nette de la région sterno-costo-
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FiG. 3. — Observation n° 5.

a) Radiographic centrée sur la clavicule -gauche. Hypertrophie et
condensation de la ¢lavicule gauche,

b} Radiographie de face de fa paroi thoracique supérieurs, Epaississement
de la partie interne des clavicules el des arcs aniérieurs des premisres
cotes, Masse ossifiée comblamt les espaces costo-claviculaires.

¢) Radiographie du sternum de profil. Elargissement du corps sternal par
des appositions osseuses périostées.

Fic. 3. — Case 5.

a} Radiograph centered on lefi clavicle showing hypertrophy and
condensation of this bone.

b} Frontal radiograph of upper thoracic wall showing thickening of
internal part of clavicles and anterior arch of first ribs. An ossified
mass occuples the costoclavicular spaces.

c) Lateral radiograph of sternum showing enlargement of siernal body by
periosteal bony appositions.

claviculaire. La VS est & 53/60. Le groupage HLA est: Al, A2,
B35, B8, Cw4,
HOSCC isolée.

Cas N° 5

Malade né en 1923, affecté depuwis 'dge de 20 ans d'une
spondylarthrite ankylosante. Sa maladic rhumatologique est en
1983 particulierement évoluée avec une ankylose compite du
rachis et de la hanche droite, une synostose sacro-iliaque
bilatérale. Il signale des douleurs thoraciques antérieuras
anciennes, peu génantes depuis quelques années. La radiographie
révéle une hyperostose touchant surtout les clavicules et le
stemum (fig. 3 a, b). Il existe une arthropathie manubrio-sternale
et des appositions osseuses sternales (fig. 3 ¢). L'hyperfixation
scintigraphigue de tout le plastron sternal est modérée confimant
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FiG. 4. — Observation n° 7. Radiographie de face de la parvi thoracique :
€largissement de 1'exirémité interne des clavicules; présence d'une
massc ossifiée comblant les espaces inter-costo-claviculaires.

FiG. 4. — Case 7. Radiograph of thoracic wall. Fromal image showing
enlargement of infernal extremity of clavicles and an ossified mass
occupying the intercostociavicular spaces.

le curactire peu €volutif des Iésions. Le groupage tissulaire est :
Al, B7, B27.
HOSCC associée d une spondylarthrite ankylosante.

Cas N 6

Jeune patient de 23 ans. consultant pour des lombalgies
inflammatoires, dont le pére est atteint d’une spondylarthrite
ankylosante sévére, La radiographic du bassin montre une
sacro-iliite bilatérale et sur la radiographie pulmonaire sont notées
dc discrétes appositions périostéss 3 Ia partie moyenne des
clavicules, du corps sternal et une arthropathie manubrio-sternale.
Le groupage tissulaire retrouvé I'antigéne HLA B27.

HOSCC associde & wie spondviarthrite ankylosante.

Cas N 7

» Malade né en 1912, hospitalisé en mars 1987 pour traitement
d'un myélome multiple. I1 se plaint également de douleurs
thoraciques antérieures depuis de nombreuses années, peu invali-
dantes ct d’une imporiante raideur rachidienne. La radiographie
pulmonaire révéle une ossification inter-costo-claviculaire (fig. 4).
Les radiographies rachidiennes montrent une hyperostose verté-
brale engainante. Le scanner thoracique confirme I'existence
d’une masse ossifiée inter-costo-claviculaire. Sur la scintigraphie
osseuse est notée une hyperfixation diffuse mais modeste de tout
le plastron thoracique antérosupérievr.

HOSCC associée @ une hyperostose vertébrale engainanie.

Cas n* 8

Malade né en 1924, adressé & la consultation en 1987 pour
des douleurs thoraciques antérieures, évoluant par poussées depuis
une quinzaine d’années. L’examen constate une discréte twméfac-
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Fit. 3. — Observation n” 8.

a) Radiographic de face dc la paror thoracique. Elargissement avec
condensation de I'extrémité interne des clavicules et de 1'arc antérieur
des premiéres cOtes: masse ossifiée inter-costo-claviculaire.

b) Coupe scanographique passant en dessous des articulations sterno-
chondro-claviculaires. Epaississement par apposition osseuse de |'arc
antérieur des premigres cotes et du sternum; ossification de I'aire du
ligament costo-claviculaire.

¢) Coupe scanographique du manubrium sternal. Appositions osseuses
irréguliéres formant en avant un véritable ostéome.

Fig. 5. — Case 8.

a) Radiograph of thoracic wall. Frontal image showing enlargement and
condensation of internal extremity of clavicles and amerior arch of first
ribs, and an ossified inter-costoctavicudar mass.

b) CT scan section below sternocostoclavicular joints. Image shows
thickening by bony apposition of first ribs and sternum, and ossification
of the costoclavicular licament area.

c) CT scan section through manubrium sterni showing irregular bony
appositions forming a true osteoma amteriorly,

tion inflaimmatoire de la région sterno-costo-claviculaire et une
importante rigidité rachidienne. Les radiographies montrent une
HOSCC (fig. 5 a) et une hyperostos¢ vertébrale engainante.
L’examen scanographique individualise une masse ossifiée inter-
costo-claviculaire et sternale et de nombreuses appositions périos-
tées claviculaires et sternales (fig. 5 b, c). La scintigraphic révéle
unc hyperfixation diffuse et importante de toute la région
inter-costo-claviculaire. La vitesse de sédimentation est 4 32 mm i
la premiére heurc. Le groupage tissulaire est : A7, A2, B52, B57.

HOSCC associée a une hyperostose veriébrale engainante.

Discussion

Ces huit obscrvations d’'HOSCC sont trés superpo-
sables aux nombreux cas décrits dans la littérature [4, 6,
11, 12, 13, 16, 19, 20).

L'HOSCC touche préférentiellement 1’homme d’dge

adulte. La clinique est dominée par des douleurs pariétales
thoraciques antéro-supéricures, de rythme inflammatoire,
évoluant par poussées inconstamment accompagnées d’une
tuméfaction. La biologie révéle un syndrome inflammatoire
non spécifique. Les radiographies montrent d’une part, une
hypertrophie et une condensation osseuse intéressant i des
degrés divers, surtout en fonction de la durée d’évolution,
la région sternale supérieure, la moitié interne des cla-
vicules, la partie antérieure des premiéres cotes ct d’autre
part, une atteinte articulaire traduite par une synostose
sterno-claviculaire et sterno-costale, une ossification inter-
sterno-costo- claviculaire et par une arthropathie manubrio-
sternale volontiers exubérante. La scintigraphie osseuse au
#™Te-MDP trouve toujours, de fagon précoce, une hyper-
fixation, franche et intense lors des poussées douloureuses,
du manubrium ou de I'ensemble du sternum, de la moitié
interne des clavicules, de !'arc antérieur des premiéres
cotes, Nous confirmons 1’association fréquente de
I'HOSCC & une pustulose palmo-plantaire (obs. 1) et @ une
pathologie rachidienne, spondylarthrite ankylosante
(obs. 5, 6) ou hyperostose vertébrale engainante (obs.
7, 8).

La région sterno-costo-claviculaire, important carre-
four de la paroi thoracique antérieure est riche en insertions
capsulo-ligamentaires et tendineuses, c’est-a-dire en
cnthéses. Le comblement de 1'espace costo-claviculaire
résulte, comme le montrent les études histologiques [20] et
scanographiques [6, 18] d’'une ossification progressive du
ligament costo-claviculaire., Elle est précédée par une
inflammation des insertions claviculaires et costales de ce
ligament dont la traduction radiologique est une érosion
corticale [20]. L hypertrophie de ’extrémité interne de la
clavicule procéde d’une ossification de la capsule sterno-
chondro-claviculaire et des ligaments sterno-claviculaires et
costo-claviculaires. [.’extension du processus aux insertions
tendineuses des muscles du grand pectoral et sterno-cléido-
mastoidien montre que I'hypertrophie peut toucher tout le
tiers interne de la clavicule. Le sternum est le sidge de
I'insertion des capsules sterno-claviculaires et chondro-
sternales mais aussi de nombreux ligaments notamment
inter-claviculaires au bord supérieur du manubrium,
chondro-sternaux sur la face antérieure du manubrium et du
corps sternal. L’ossification progressive de ces diverses
structures donne au sternum cet aspect hypertrophié et
condens¢.

L’arthropathiec manubrio-sternale et les atteintes des
articulations sterno-chondro-claviculaires découlent la
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encore de Possification capsulo-ligamentaire. L'ankylose
articulaire qui en est la conséquence sera suivie d’une
ossification enchondrale des cartilages aboutissant a la
fusion osseuse comme dans la spondylarthrite ankylosante
(8.

Les HOSCC peuvent donc étre assimilées 2 des
enthésiopathies ossifiantes; il semble utile de les différen-
cier en deux groupes :

— Les HOSCC par enthésiopathies inflammatoires qui
peuvent &tre isolées, et sont appelées primitives (obs. 1, 2,
3, 4), ou qui peuvent &re associées & une spondylarthro-
pathie notamment & une spondylarthrite ankylosante et sont
dites secondaires (obs. 5, 6) [2]. Ces HOSCC sont souvent
accompagnées d'une pustulose palmo-plantaire, surtout au
Japon.

— Les HOSCC par enthésiopathies dégénératives et/ou
métaboliques (obs, 7, 8). L’exemple le plus achevé d’en-
thésiopathie dégénérative est I’hyperostose vertébrale
engainante ou « diffuse idiopathic skeletal hyperostosis » des
auteurs anglo-saxons. Elle se caractérise par de volumineux
enthésiophytes veri€ébraux souvent réunis en une coulée
osseuse et peut concemer aussi des insertions capsulo-
ligamentaires (hanches, gencux, épaules...) et tendineuses
(calcanéums, rotules, ailes iliaques...). L’HOSCC n’est
alors qu'une enthésiopathie ossifiante parmi d’autres [1, 17,
20].

Les HOSCC doivent &tre distinguées des hyperostoses
thoraciques antéricures par ostéite inflammatoire. Ces
dernitres frappent surtout les sujets jeunes, 8’accompagnent
souvent d’ostéites pelvi-rachidiennes ou des os longs des
membres, mais pas de manifestations articulaires. Radiolo-
giquement, les iésions prédominent sur les clavicules et
sont caractérisées par une hypertrophie et un remaniement
hétérogene de ces pieces osseuses. De plus, I"évolution tant
clinique que radiologique est tés rapide. Dans ce cadre
trouvent leur place 1'hyperostose rapportée par JIRIK [10]
lors d’une acné fulminans, les hypertrophies claviculaires
décrites sous I'appellation d ostéites chroniques récurrentes
multifocales [9, 14, 15].
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