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Abstract: The brown tumor is a non-neoplastic lesion resulting from an abnormality in the bone metabolism of a primary, secondary
or tertiary hyperparathyroidism. These osteoclastomas are rare, historical, found in 1.5 to 1.7% of secondary hyperparathyroidism,
the most frequent located are the long bones, the ribs, the mandible, the pelvis, the mandible and the spine. These tumors can be
asymptomatic or manifest as osteolytic bone pain that can mimic a malignant bone tumor or pathological fractures. The diagnosis
is based on biochemistry and radiology. Some authors assume that spontaneous regression is possible after the correction of
hyperparathyroidism and for others the first step consisted in surgical excision of the tumor in order to stop bone destruction.
Recurrences are possible especially with medical treatment.
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Tumeurs brunes du tibia secondaire a une hyperparathyroidie

Résumé

La tumeur brune est une Iésion non néoplasique résultant d'une anomalie du métabolisme osseux d'une hyperparathyroidie primaire,
secondaire ou tertiaire. Ces ostéoclastomes sont rares, historiques, retrouves dans 1.5 a 1.7% des hyperparathyroidies secondaires,
localisés les plus fréguentes sont les os longs, les cotes, la mandibule, le bassin, la mandibule et le rachi. Ces tumeurs peuvent étre
asymptomatiques ou se manifester par des douleurs osseuses ostéolytiques pouvant mimer une tumeur osseuse maligne ou des
fractures pathologiques. Le diagnostic repose sur la biochimiques et radiologie. Certains auteurs supposent que la régression
spontanée est possible aprés la correction de I’hyperparathyroidie et pour d’autres la premiére étape consistait a I’exérése chirurgicale
de la tumeur afin de stopper la destruction osseuse. Des récidives sont possibles surtout avec le traitement médical.

Mots clés : tumeur brune, secondaire, hyperparathyroidie.

Introduction

La tumeur brune est une lésion non néoplasique résultant d'une anomalie du métabolisme osseux dans le cadre d'une
hyperparathyroidie(HPT) primaire, secondaire rarement dans une insuffisance rénale chronique, ou tertiaire [1]. Cette HPT entraine
une modification du métabolisme osseux pouvant conduire a des atteintes osseuses dont les tumeurs brunes. Ces ostéoclastomes
(tumeurs brunes ) ont été initialement décrites dans les HPT primaires puis élargies aux HPT secondaires [2] qui sont des lésions
rares, historiques, retrouvées chez 4,5% des patients avec hyperparathyroidie primaire et 1.5 & 1.7% de celle avec une
hyperparathyroidie secondaire, les localisations les plus fréquentes sont le bassin, les cotes, la mandibule, les mains , le rachi et de
rares cas au niveau des os longs ont été rapportés notamment celui du tibia .Des formes pluri focales sont possibles , ce qui doit les
faire rechercher systématiquement sur les sites a risque [3]. Les tumeurs brunes peuvent étre totalement asymptomatiques ou se
manifester par des douleurs osseuses ostéolytiques pouvant mimer une tumeur osseuse maligne ou encore des fractures pathologiques
[4]. Leur diagnostic peut étre parfois difficile, mimant une tumeur osseuse primitive maligne ou une métastase osseuse, surtout si la
1ésion est unique et accompagnée de douleurs osseuses inflammatoires évoluant dans un contexte d’altération de 1’état général [2 ;5].
Grace au dosage systématique de la calcémie, a I’amélioration et la simplification des techniques de dosage de la parathormone [6],
Les manifestations squelettiques graves de I'hyperparathyroidie primitive (ostéite fibrokystique, tumeurs brunes, fractures
pathologiques) ainsi que fracture pathologique révélant de ces tumeurs sont devenues rares de nos jours et seulement 2% des cas
sont observés avant I'age de 30 ans [4]. Actuellement, les radiographies standards des zones douloureuses sont suffisantes pour
mettre en évidence les tumeurs brunes, cependant les descriptions radiographiques de ces Iésions ne sont pas spécifiques et dans le

cadre des diagnostics différentiels a éliminer, 1€sions lytiques métastatiques. Le scanner, I’'IRM ou la TEP TDM au 18FDG sont
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également utilisés. [2]. La plupart des auteurs, supposent que la régression spontanée de ces lésions est possible aprés la correction

de I’hyperparathyroidie, avec remplacement des 1ésions osseuses en un tissu osseux normal [5]. Il est important de souligner que ces
tumeurs brunes sont des lésions non néoplasiques, sans aucun potentiel malin, comparativement avec les tumeurs a cellules géantes
vraies qui ont un potentiel de transformation maligne et exposent a des métastases pulmonaires, nécessitant donc un traitement
chirurgical radical. Des récidives sont possibles surtout avec le traitement médical [1].

Nous rapportons ici le cas de tumeurs brunes du tibia chez une jeune fille de 37 ans qui présente une hyperparathyroidie secondaire
a une insuffisance rénale chronique sur maladie rénale liée au diabéte révélée par une fracture pathologique.

Observation

Il s'agissait d'une patiente agée de 37 ans, suivi pour diabéte de type 1 sous insuline depuis 15 ans, hypertendue depuis 15 ans sous
ARA 1, hémodialysée chronique sur maladie rénale liée au diabéte a raison de 3 séances par semaines, porteuse d'une fistule artério
veineuse radio radiale gauche fonctionnelle. Qui a consulté aux services des urgences pour des douleurs spontanées au niveau du
genou droit avec une impotence fonctionnelle totale du membre inférieur droit. L'examen général a trouvé une patiente en assez
bonne état général , consciente GCS a 15 stable sur le plan hémodynamique , eupnéique TA 137 / 60, pas d'ccdéme des membres
inférieurs. L’examen de I'appareil locomoteur a montré une impotence fonctionnelle totale avec une douleur au niveau de l'extrémité
proximale du tibia droit permanente, insomniante, empéchant toute activité physique, avec un membre non déformé ni cedématié et
I'examen vasculo-nerveux était sans anomalie. L'examen biologique a montré : une urée a 1,72 ; créatinine 67 ; une calcémie a
74 ;une phosphorémie a 80 et une PTH a 1537.1 .La radiologie standard a objectivé des images ostéolytiques au niveau du 1/3
supérieur du tibia droit , a contours mal limités avec ruptures des 2 corticales associée a une réaction en feu d'herbe. Une TDM du
tibia était réalisée montrant une lésion métaphyso—diaphysaire supérieure du tibia droit discrétement hyperdense, une corticale
épaissie avec réaction périostée et ossification des parties molles en regard. Une IRM a montré une solution de la continuité
horizontale de la métaphyse tibiale supérieure droite entourée de part et d'autre par une petite plage d'hyposignal T1 et d'hypersignal
T2 rehaussée de facon homogéne par le produit de contraste .La patiente a été admise au bloc opératoire pour une biopsie chirurgicale
dont les résultats anatomopathologiques ont montré une prolifération de cellules fibroblastiques sans atypies cytonucléaires associées
aune prolifération de cellules géantes multinucléées sans atypies cytonucléaires beignant au sein de suffusions hémorragique diffuses
avec présence de sidérophage. Par ailleurs on a noté une lyse osseuse avec ostéogenése réactionnelle le tout était en faveur d'une
tumeur brune.

Discussion

En 1891, Von Reckling Hausen a étudié 1'impact clinique de I’hyperparathyroidie et il a décrit I’ostéite fibro-kystique comme la
lésion osseuse pathognomonique de cette entité. Les tumeurs brunes sont la principale forme de manifestation de cette ostéite fibro-
kystique. En 1934, Albright a fait la premiére description au niveau du squelette facial de la tumeur brune. C’est une Iésion bénigne
réactive rare, non néoplasique considérée actuellement comme le résultat d’un processus de réparation cellulaire, due a une anomalie
localisée du métabolisme osseux qui s’observe dans 1’hyperparathyroidie (HPT). Le terme « tumeur brune » est dérivé de son
apparence brunatre due a sa vascularisation et a la présence de dép6ts d'hémosidérine [1]. Elles sont des lésions ostéolytiques
bénignes rencontrées dans 4,5 % des HPT primaire actuellement contre 23 % en 1965[2]. Elle touche généralement les patients
jeunes de sexe féminin, et peut siéger dans différents sites : la base du crane, les orbites, les sinus, la colonne vertébrale, le fémur, le
tibia, I’humérus, la clavicule et 'omoplate. Comme chez notre patiente qui est dgée de 37 ans de sexe féminin avec une localisation
au niveau du tibia proximal. L’étiologie de la tumeur brune est I’hyperparathyroidie (HPT) qui peut étre primaire, secondaire ou
tertiaire. L’HPT est secondaire chez notre patiente. L’HPT secondaire est I'une des complications les plus importantes de
I'insuffisance rénale chronique, elle se manifeste par une hypersécrétion compensatoire de la parathormone due a la perturbation de
1I’équilibre phosphocalcique qui accompagne I’insuffisance rénale chronique. L’absence de traitement de ’HPT secondaire peut
entrainer une évolution vers une hyperplasie d'une ou plusieurs glandes parathyroides. Cet événement est appelé HPT tertiaire. La
physiopathologie de cette lésion est trés claire. La maladie rénale chronique entraine la détérioration des néphrons dont la
conséquence est la diminution de la filtration glomérulaire. Une hyperphosphatémie va alors s’installer suite a la diminution de
I’excrétion des phosphates entrainant 1’augmentation de la sécrétion des facteurs de croissance fibroblastique et la diminution de la
synthése de la calcitriol. Ceci entraine la diminution de 1’absorption intestinale du calcium et donc une hypocalcémie, ce qui va
stimuler la sécrétion de la parathormone a des doses supérieures a 350 mg/ml. Le taux sérique élevé de cette hormone active les
ostéoclastes dont ’action principale est la résorption de 1’0s. Les patients souffrant d’insuffisance rénale terminale présentent
diverses manifestations articulaires et osseuses. Les tumeurs brunes sont une forme extréme de 1’ostéite kystique fibreuse qui est en
fait une manifestation d’ostéodystrophie rénale. Le terme d’ostéodystrophie rénale est utilisé pour définir les complications
squelettiques de I’insuffisance rénale terminale, qui par essence est un désordre du remodelage osseux. [7]. Cliniquement, les
symptdmes de cette Iésion dépendent de sa taille et de sa localisation. Elle est généralement asymptomatique et la découverte est
alors fortuite lors de I’examen radiologique. Contrairement, notre patiente avait présenté des douleurs insomniantes localisées au
niveau du tibia. A un stade plus avancé, les manifestations cliniques sont communes avec les autres lésions kystiques. Elle peut se
présenter sous forme d’une tuméfaction plus au moins molle. Les 1ésions de grande étendue peuvent causer une compression des

structures avoisinantes ou entrainées des fractures pathologiques [1 ;2 ;10] . Le diagnostic d’une tumeur brune est un vrai challenge,
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deux éléments sont nécessaires : I’utilisation de tests biochimiques tels que le calcium sérique, alcalin phosphatase (ALP), phosphore
(P), sodium (Na), potassium (K), calcium (Ca)qui doit confirmer I’atteinte rénale, I”’hormone parathyroidienne (PTH) montrant la
présence de lésions cellulaires géantes et le bilan radiologique [7 ;8]. Le diagnostic de notre patiente était fait sur les mémes
arguments. Le principal diagnostic différentiel des tumeurs brunes est constitué par les tumeurs a cellules géantes. Ainsi, seul le taux
de la parathormone permet de faire la distinction entre ces deux types de tumeurs. Car les tumeurs a cellules géantes ont un potentiel
de transformation maligne et exposent a des métastases pulmonaires, nécessitant donc un traitement chirurgical. Les autres
diagnostics différentiels comprennent des métastases osseuses en cas de localisations multiples telles que le kyste osseux anévrismal,
le chérubisme, le granulome central a cellules géantes, les chondromes solitaires, les lésions bénignes fibro-osseuses (fibrome
ossifiant, dysplasie fibreuse) et les sarcomes ostéogéniques [1 ;5 ;9 ;]. Sur le plan radiologique, la tumeur brune se manifeste par une
ostéolyse non spécifique pouvant prendre plusieurs aspects. L’aspect le plus commun est celui d’une lyse osseuse monogéodique ou
multiloculaire généralement bien limitées, excentrées ou corticales, sans sclérose avec parfois amincissement et entrainant
une soufflure de la corticale voire sa rupture. Ces signes peuvent évoquer une ostéolyse tumorale maligne, une tumeur a cellules
géantes multicentriques, voire une dysplasie fibreuse [10]. Chez notre patiente la radiologie standard avait objectivé des images
ostéolytiques au niveau du 1/3 supérieur du tibia droit , & contours mal limités avec ruptures des 2 corticales associée a une réaction
en feu d'herbe. Sur le scanner les tumeurs brunes apparaissent comme une lésion lytique ou sclérosée sans réaction périostée, la
lésion peut étre hyperdense ou hétérogene et bien circonscrite sans invasion des tissus mous. Une TDM du tibia chez notre patiente
avait éte réalisée montrant une lésion métaphyso—diaphysaire discretement hyperdense, une corticale épaissie avec réaction périostee
et ossification des parties molles en regard [2 ;5 ;11]. En IRM apreés injection de gadolinium du fait de son caractére hypervasculaire.
Les zones de nécrose visibles sous forme de kystes dans lesquels des niveaux liquide-liquide ont été décrits peuvent faire avancer I’hypothése
d’un kyste osseux anévrismal [12]. Chez notre patiente I’IRM avait montré une solution de la continuité horizontale de la métaphyse
tibiale supérieure droite entourée de part et d'autre par une petite plage d'hyposignal T1 et d'hypersignal T2 rehaussée de fagon
homogene par le produit de contraste. L’aspect scintigraphie osseux est une hyperfixation voire une hypofixation en cas de processus
lytique pur. Quelque soit la localisation et en cas de doute diagnostique, la biopsie de la Iésion peut étre nécessaire. Cependant le
contexte clinique et l'existence d'une HPT biologique franche suffisent en général [3]. L'imagerie cervicale (échographie,
tomodensitométrie et images par résonance magnétique) est d'un grand apport dans la découverte de la lésion parathyroidienne en
cause et constitue un complément essentiel du diagnostic [10]. La scintigraphie MIBI-Tc99m reste le gold standard pour la détection
préopératoire des lésions parathyroidiennes hyperfonctionnelles. En cas de lésions osseuses connues, il est possible de coupler a
I’exploration cervicale une analyse du corps entier qui permet en un méme examen d’avoir une premiére analyse et une cartographie
1ésionnelle de I’atteinte osseuse [2]. La biopsie de la 1ésion n’est pas nécessaire dans le cas ou le patient présente une insuffisance
rénale chronique, puisque I'histoire clinique de I’HPT secondaire établit habituellement le diagnostic [1]. Sur le plan histologique,
elles sont caractérisées par un aspect de tumeur bénigne a cellules géantes (ostéoclastes) avec dépots d’hémosidérine responsable de
la couleur brune des tumeurs et montre la disparition des cellules géantes multinuclées et la diminution de la densité du tissu
fibreux [2]. Les résultats anatomopathologiques de notre patiente ont montré une prolifération de cellules fibroblastiques sans
atypies cytonucléaires associées a une prolifération de cellules géantes multinucléées sans atypies cytonucléaires beignant au sein
de suffusions hémorragique diffuses avec présence de sidérophage. La récidive de la tumeur brune signifie la récidive
d’hyperparathyroidie On observe aussi des plages hémorragiques récentes et anciennes [1 ;9]. Le traitement de I’hyperparathyroidie
doit étre la premiére étape dans la prise en charge de ces patients. Cependant, les opinions se divisent quant au traitement des Iésions
osseuses secondaires. Selon certains auteurs, la disparition compléte de la lésion est retrouvée six mois aprés le traitement de
I’hyperparathyroidie. D’autres auteurs ont rapporté que la régénération osseuse spontanée peut durer plusieurs années. Yamazaki
recommande le curetage de la tumeur et son énucléation. Pour Cicconetti, la premiére étape consistait a I’exérése chirurgicale de la
tumeur afin de stopper la destruction osseuse, suivie d’une seconde intervention [5]. Toutefois Steinbach et coll. ont rapporté que
ces tumeurs peuvent étre traitées par radiothérapie ou curetage. Le traitement médical a base de vitamine D n'a été rapporté que dans
certaines HPT secondaires séveres avec tumeur brune Chez les patients souffrant d’insuffisance rénale terminale(hémodialysés) et
comprennent la normalisation de la calcémie et de la phosphorémie idéalement inférieure @ 2 mmol/L, afin de guérir les anomalies
osseuses squelettiques et de prévenir les dépots extrasquelettiques phosphocalciques, mais I'efficacité a long terme n'est pas acquise
[1;3]. L’utilisation de fixation et de greffes osseuses permet d’assurer une stabilité immédiate dans I’attente de la consolidation
osseuse qui peut étre retardée. [7 ;9 ;10 ; 11]. Chez notre patiente nous avons privilégié le traitement médical.
Conclusion

La tumeur brune secondaire a I'hyperparathyroidie est, actuellement, d'observation rare grdce aux examens
biologiques de routine qui permettent le diagnostic de I'hyperparathyroidie avant I'apparition des Iésions
secondaires associées, néanmoins l'apparition d'une lésion a cellules géantes, surtout chez la jeune femme, doit faire
rechercher systématiquement une hyperparathyroidie primaire avant de conclure a un granulome a cellules géantes,
ce qui permet d'éviter d'intervenir sur des lésions qui régressent aprés retour a la normale des taux de parathormone. Le
traitement chirurgical de la tumeur brune n'est indiqué que devant une augmentation anormale du volume tumoral ou une régression
trop lente ou face a des lésions larges, symptomatiques, aboutissant a des troubles fonctionnels.
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Figures :

Figure 1: Laradiologie standard montrant des images ostéolytiques au niveau du 1/3 supérieur du tibia droit , a contours mal limités ;
les fleches rouge montrent la rupture des 2 corticales associée a une réaction en feu d'herbe .

Figure 2 : la TDM du tibia montrant une lésion métaphyso—diaphysaire supérieure du tibia droit discrétement hyperdense, une
corticale épaissie avec réaction périostée et ossification des parties molles en regard
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Figure 1: Laradiologie standard montrant des images ostéolytiques au niveau du 1/3 supérieur du tibia droit , a contours mal limités ;
les fleches rouge montrent la rupture des 2 corticales associée a une réaction en feu d'herbe .
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Figure 2 : la TDM du tibia montrant une lésion métaphyso—diaphysaire supérieure du tibia droit discrétement hyperdense, une
corticale épaissie avec réaction périostée et ossification des parties molles en regard.
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