TRANSFORMATION MALIGNE DES OSTEOMYELITES CHRONIQUES
ET DES ESCARRES : A PROPOS DE TROIS CAS

M. GEBHART?, L. FABECK3, C. MULLER!

Trois cas de transformation maligne d’un site d’ostéo-
myélite, deux du tibia et un du sacrum, en épithé-
lioma épidermoide sont présentés. Une revue de la
littérature concernant ce probléme rare est faite. Une
série plus grande de cas est compilée a partir des
petites séries et des cas cliniques décrits isolément
dans la littérature.
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INTRODUCTION

La transformation maligne est reconnue depuis
longtemps comme une complication rare et tardive
des ostéomyélites chroniques. Ces tumeurs s’ex-
priment sous des variétés diverses. Le plus fré-
quemment, on retrouve un épithélioma, plus rare-
ment un fibro-, rhabdomyo- ou réticulosarcome
(1, 6, 9, 10). Quelques cas d’ostéosarcomes se
développant dans un foyer d’ostéomyélite ont été
rapportés (4). La transformation maligne est typi-
quement précédée d’un long passé d’ostéomyélite
chronique avec ou sans sinus de drainage (9). Le
mécanisme de transformation maligne est inconnu.
Lirritation chronique ou exposition des tissus
inflammatoires aux différents facteurs de crois-
sance semble jouer un rdle important. Cependant,
ceci n’explique pas la rareté de ces transformations
malignes.

ETUDE DES CAS

Trois cas de dégénérescence maligne d’infections
chroniques en épithéliomas ont ét¢ récemment
observés, deux présentant une ostéomyélite du

tibia, le troisiéme une ostéite du sacrum sur para-
plégie.

Cas clinique n° 1

Un patient 4gé de 72 ans avait été victime 56 ans
auparavant d’un accident de moto ayant entrainé
l’amputation transfémorale du membre inférieur
droit et une fracture ouverte du tibia gauche. Cette
fracture fut traitée orthopédiquement et se compli-
qua trés rapidement d’épisodes de suppuration
aigué et chronique avec apparition d’une fistule.
Plusieurs curetages de ce foyer d’ostéomyélite fu-
rent réalisés. Plus récemment, les signes d’infection
s’intensifierent (fig. 1) et une cure d’ostéomyélite
selon la technique de Papineau fut réalisée. Trois
mois plus tard, le patient signala de violentes
douleurs & la jambe et I'apparition d’une sécrétion
malodorante. Les radiographies montrérent un
halo d’ostéolyse autour du foyer d’ostéomyélite
(fig. 2). Aucune masse ne fut palpée au niveau de
la jambe, ni au niveau de la région inguino-crurale.
Une biopsie par forage fut réalisée et montra un
épithélioma épidermoide bien différencié et invasif.
Le bilan d’extension tumorale a distance fut néga-
tif. Vu le caractére invasif de la néoplasie et la
persistance de signes d’infection, une amputation
transfémorale fut effectuée en méme temps qu’un
évidement inguino-crural. Aucun traitement adju-
vant ne fut donné et le patient reste sans signe
de récidive a 42 mois postopératoires.
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Fig. 1. — Pariest n° 1 aspect radiologique du tibia avant
le premier curetage,

Cas clinique n® 2

Un patient n¢ en 1919 présenta en 1957 une
paraplégie d’origine indéterminée en dessous de
Dy. Dans les mois gui suivirent, 1l développa unc
escarre au niveau du sacrum qui évolua rapidement
en ostéite chronigue. L’apparition de nodules bour-
geonnants se développant sur un tissu de granu-
Jation fut observée un an avant que le diagnostic
de transformation maligne en épithélioma spino-
cellulaire bien dilférencié ne fut posé en 1986, A
ce moment, le sacrum était envahi largement par
cette tumeur jusqu’a la hauteur de S, sans enva-
hisscment du canal rachidien. Une résection du
sacrum emportant une partie de S, tuf réalisée.
Cing mois plus tard, une récidive tumorale fut
réexcisée et ce site de résection fut traité par cryo-
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Fig. 2. — PFuailent n° [ trois mois plus tard, présence d’un
halo ostéolytique antour d™une greffe ossense,

thérapie (lig. 4). Une nouvelle récidive trois mois
plus tard fut traitée de la méme fagon. Aucunc
récidive de la tumeur ne survint uliérieurement,
mais un an plus tard il développa des métastases
ganglionnaircs médiastinales, surrénaliennes et pul-
monaires. Le patient décéda 18 mois aprés la pre-
niigre sacrectomie.

(Cas clinique n® 3

Ce patient 4gé de 75 ans présenta a Iage de
5 ans une ostéomyélite aiglie hématogéne du tibia.
Des fistulisations de ce foyer d"infection survinrent
Jusqu’a I'age de 15 ans, dge auquel il fut traité par
un curetage, Depuis lars, il n'y eut plus d’épisode
d’infection. [’admission & ’hapital fut motivée par
Papparition récente d*un Ecoulement séreux et
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d’une masse bourgeonnante prétibiale. Le préleve-
ment biopsique montra un épithélioma épider-
moide bien différencié. Le bilan d'extension tu-
mearale régionale et & distance fut négatif. Un cure-
tage de cette tumeur fut réalis¢ avec recouvrement
du défect cutané par un lambean mmsculaire
soléaire, Malhcureusement, ce patient est décédé

brutalement suite & une embolie pulmonaire un
mois aprés la résection.

DISCUSSION

La transformation maligne d’une osi¢omyélite
chronique a été reconnue depuis longtemps comme
une complication rare et tardive, Hawkins décrivit
en 835 ceite entité clinique (16). Da Costa donna
le norn d’uleére de Marjolin a une tumeur naissant
dans un ulcére de la jambe, car une transforma-
tion identique fut déja reconnue par Marjolin ¢n
1828 (5). En 1961 (5), 1a terminologie d*ulcere de
Marjolin fut appliquée également aux transforma-
tions néoplasiques survenant au niveau des sites
d’escarres et d'ostéomyélites.

L’incidence de cette transformation est dilficile
A évaluer. Les incidences rapportées dans la litté-
rature varient entre 0.23% et 1.7% (1, 2, 9, 13).
Ces ¢pithéliomas représentent 0,03% (16) des
épithéliomas des membres inférieurs, Des trans-
formations malignes similaires ont été décrites au
niveau d’ulcére de jambe, de bursite,de fistule
anale et d’emphyséme pleural {3, 5, §). La trans-
formation maligne au nivean des escarres cst ex-
ceplionnelle et survient quasi exclusivement chez
des paticnts paraplégiques. Léticlogie de cette
transformation maligne est jusqu’a présent incon-
nue. Néanmoins, deux facteurs semblent y coniri-
buer : I'irritation chronique et éventuellement des
facteurs de croissance (3) toujours présent dans
les tissus inflammatoires,

Le diagnostic est fait souvent tardivement a
cause de la chronicité de l'ostéomyélitc. L'appa-
rition d’une odeur nauséabonde, de douleurs, de
saignement, d’induration ou d’une masse doit
nous faire suspecter le diagnostic de transformation
maligne. Trés rarement, une fracture pathologique
peut étre le premier signe. La culture du liquide
montrc une flore polymorphe (9) avec dans la

majorité des cas des entérocoques, des staphylo-
cogques ¢t des bactéroides, Parfois, le prélévement
peut étre stérile (9).

Cette infection explique la survenue d’adéno-
pathigs régionales élargies, mais ces tumeurs peu-
vent aussi envahir des ganglions régionaux. Sur
le plan de la biologie climique, on rencontrera le
plus souvent les signes classiques d’infection chro-
nijue. Les radiographies montrent une destrugtion
osseuse par un processus ostéolytique (fig. 2} avec
un contour irrégulier, Le CT-scan, Pangiographie
et Ia résonnance magnétique nucléaire montrent
des signes d’hypervascularisation. Cecl ne permet
pas de poser un diagnostic de certitude de trans-
formation maligne. Le diagnostic est finalement
fait par une biopsie. Celle~ci doit élre multifocale
(fig. 3) puisque cetie tumeur est extrémement poly-
morphe (5). A cbté des signes histologiques d'in-
fection, on peut retrouver une hyperplasie pseudo-
épithéliomateuse, diagnostic souvent confondu
avec c¢elni d'une transformation maligne (4, 10).
Le¢ diagnostic différentiel avec I'épithélioma ver-
ruqueux cost également problématique, Dang le
méme ordre, le diagnostic de transformation ma-
ligne en sarcome est encore plus difficile a établir,
car il peut se confondre dans sa [orme bien diffé-
renciée avec le tissu de granulation (5). Avant lc
traitement définitif, un bilan classique d’extension
tumorale doit étre réalisc.

Fig. 3. — D¢pais cordons épithéliomalzux, monirant souvent
une kératinisation centrale, infilirent le conjonctif entre les
troues osseuses. A noter le caractére peu monsirueux el trés
bien diftérencié de la prelifération.
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Tableau regroupant des cas d’¢pithélioma épidermoide sur ostéite chronique tirés de la littérature

AUTEURS AGE | SEXE | LATENCE | ORIGINE SITE TRAITEMENT SURVIE
Mac Anally(13) 57 M 48 HEM TIB REFUS -
61 M 27 HEM TIB AMP E.V >4 ans
50 M 10 FRA TIB AMP E.V >4 ans
45 M 37 HEM FEM AMP DEC. 10 mois
57 M 33 HEM FEM AMP E.V >4 ans
- M 24 FRA MA AMP D META 37 mois
58 F 48 HEM TIB AMP E.V. >4 ans
47 M 30 FRA EPA AMP + RX E.V. 4 ans
37 M 23 HEM TIB AMP D META 4 mois
Sankaran 45 M 30 HEM FE AMP E.V. 18 mois
Kutty(15)
Greenspan(10) 59 M 46 FRA TIB AMP -
Sedlin(16) 67 F 22 LoC POU AMP DEC 12 ans
69 M 62 HEM CALC AMP DEC 5 ans
57 M 41 FRA CALC AMP D META 20 mois
66 M 61 HEM TIB AMP E.V. 5,5 ans
51 M 41 - TIB RX D META 3 mois
45 M 37 HEM TIB AMP E.V. 3,5 ans
37 M 27 HEM TIB AMP D META 16 mois
68 M 45 FRA COUD AMP D META 6 mois
65 M 35 FRA FEM AMP E.V. 8,5 ans
64 M 41 FRA TIB AMP E.V. 2,5 ans
59 M 53 HEM TIB AMP DEC 18 mois
2 M 20 - TIB AMP E.V. 7 ans
66 F 27 FRA TIB BIOP EMBOLIE 1}
Devas(7) 56 F 44 HEM TIB AMP E.V. 6 mois
Barriére(2) 72 M 66 HEM TIB AMP -
63 M 53 HEM FEM AMP -
75 M - FRA TIB AMP -
Gebhart 72 M 56 FRA TIB AMP E.V. 42 mois
75 M 70 HEM TIB BIOP EMBOLIE 1 mois
Lidgren(11) 61 M 53 HEM TIB AMP -
61 M 15 HEM METAT AMP -

AGE : au moment du diagnostic, LATENCE : durée en année entre le début d’ostéite et 'apparition de I'¢pithélioma épidermoide.

M = male; F = femme ; HEM = hématogéne ; FRA = fracture ; LOC = infection locale ; TIB = tibia ; FEM = fémur;
MA = main ; EPA = épaule ; POU = pouce ; CALC = calcanéum ; COUD = coude ; METAT = métatarsien ; AMP = ampu-
tation ; RX* = radiothérapie ; BIOP = biopsie ; E.V. = en vie & ; DEC = décés a ; D META = décés par métastase.
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Fig. 4. — Illustration de l'application de la cryothérapie
utiisant des entonnoirs placés sur le cratdére de résection
tumorale.

Le traitement de ces tumeurs, dont la plupart
survicnncnl au niveau des extrémités (7. 12, 13)
est le plus souvent I'amputation. Les procédures
de sauvetage de membres sont contre-indiqueées a
causc de I’'infection concomitante. La radiothérapie
ou la chimiothérapie est inefficace. L'indication de
évidement ganglionnaire régional (13) reste contro-
versée et certains auteurs préconisent une obser-
vation des aires ganglionnaires pendant trois mois
aprés Uamputation si une biopsic a été préalable-
ment réaliséc ct est négative (9, 14). 51 apres ce
délai persistent cncore des adénopathies élargics,
un évidement ganglionnaire sera réalisé. Iexistence
d’unc telle tumeur au niveau du squelette axial
ne permct pas une résection adéquate. C'est par
le processus de la cryothérapie que des marges de
résection. peuvent &tre élargies. Cette technique
consisle en une application cyclique d’azote liquide
au niveau du site d’exérése tumorale pour refroidir
et réchaufler rapidement ce site. Ceci induit une
nécrose tissulaire sur une distance d’un demi-
centimétre de profondeur (fig. 4). Le prognostic
est plutdt favorable avec 14 survenue de métastases
a distance entre 1447 et 30% (9, 12, 13, 16). Le
patient peut &tre considéré comme guéri, si trois
ans aprés le traitement initial, aucune tumeur
locale ou métastatique ne peut étre documentée.
I.e pronostic des épithéliomas se développant sur
une escarre des extrémités est plus sombre (319%
de survie a 5ans) (12), La plupart des rapports

publiés regroupent soit quelques patients (13, 16),
soit des cas isolés (1, 2. 7, 10, 11, 15). Pour dé-
duire quelques données épidémiologiques, nous
avons regroupé ces cas en une série de 32 patients
(Tableau). L’age médian est de 59 apns avec des
extrémes allant de 22 & 75 ans. Il ¥ avait 28 hom-
mes et 4 femmes. Le temps médian de durée
d’ostéomyélite chronique est de 37 ans avec des
extrémes de 10 et 70 ans. lLes localisations étaient
le tibia dans 619, le fémur dans 16% et le picd
dans 10%. Le membre supéricur n’élait atleint que
dans 13% des cas. L'ostéomyélite a été hématogeéne
dans 369, posttraumatique dans 34%. Dans 3%
des cas, le départ est une plaie cutanée et dans
6% des cas origine cst non spéceifiée. La majorité
(9097) a été traitée par amputation, Un patient a
recu de la radiothérapie 4 cause de la présence
concomitante de métastases a distance, deux pa-
tients sont décédés avant le traitement déinitif, un
quatriéme a relusé Pamputation, Les données re-
cueillies ont permis d'établir le suivi de 24 de ces
patients. Avec un follow-up d’au moins 18 muois,
25%, des patients décédent dunc généralisation de
la tumeur, 8% endéans les [8 mois de causc non
déierminée et 1667 décédérent d’une toutl autre
cause plusicurs années aprés amputation,

CONCLUSIONS

Partant de trois paftients ayant développé un
épithélioma épidermoide sur un site chronique-
ment infecté, une revuc de la lttérature a &té
réalisée. Il s’agit d’une aflection trés rare chez
I’adulte, surtout du sexe masculin, survenant aprés
une longuc histoire d*ostéomyélite chronique. Tout
changement au niveau du site d’ostéomyélite doit
faire évoquer ’éventualité de translormation ma-
ligne. Le traitement reste dans la majorité des cas
'amputation. Le pronostic déduit d’une compi-
lation de petites sérics rapportées dans la littérature
est de 619 de survie sans signe de maladie aprés
un suivi minimum de 18 mots.
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SAMENVATTING

M. GEBHART, L. FABECK, C. MULLER. Maligne
degeneratie van chronische osteomyelitis en decubitus
wonden. Beschrijving van 3 gevallen.

Drie gevallen van maligne transformatie van een osteo-
myelitis in een epidermoied epithelioma — twee in de
tibia, en één in het sacrum — worden beschreven. Over-
zicht van de literatuur over dit zelden voorkomend
probleem. Een grotere reeks gevallen wordt samenge-
steld door kleine reeksen en door «case reports» van
de literatuur.

SUMMARY

M. GEBHART, L. FABECK, C. MULLER. Malignant
degeneration of osteomyelitis and bedsores. Report of
3 cases.

Three cases of malignant transformation into an epi-
dermoid epithelioma at the site of osteomyelitis, two
of the tibia and one of the sacrum, are presented. A
review of the literature concerning this rare problem
has been made. A larger series of cases is assembled
from small series and several case reports found in the
literature.



