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STUDIUM PRZYPADKU / CASE STUDY

Ocena skuteczności leczenia osteoporozy u chorego 
na pachydermoperiostosis na podstawie badania

densytometrycznego. Studium przypadku

Evaluation of Effectiveness of Osteoporosis Treatment
in Patient with Pachydermoperiostosis According 

to Densitometric Findings. Case Study

Michał Waszczykowski1(A,B,C,D,E,F,G), Jarosław Fabiś1(A,D,G), 
Tomasz Jacek Zwierzchowski1(A,B,D,G), Elżbieta Waszczykowska2(A,D,G)

1 Klinika Artroskopii, Chirurgii Małoinwazyjnej i Traumatologii Sportowej UM, Łódź
2 Klinika Dermatologii i Wenerologii UM, Łódź

1 Department of Arthroscopy, Low-Invasive Surgery and Sports Traumatology, Medical University, Łódź
2 Department of Dermatology and Venereology, Medical University, Łódź

STRESZCZENIE 
W pra cy przed sta wio no wy nik le cze nia oste opo ro zy u 29-let nie go mę żczy zny z peł no obja wo wym ze spo łem

Toura ine -So len te -Go le. Pierw sze ba da nie den sy to me trycz ne wy ko na ne z bli ższe go koń ca ko ści udo wej wy ka -

za ło za awan so wa ne zmia ny oste opo ro tycz ne (BMD – 0,628 g/cm2; T -sco re -3,84 SD, Z -sco re -3,37). Za sto so -

wa ne le cze nie bis fos fo nia na mi (alen dro nian 70 mg raz w ty go dniu) przy nio sło zna czą cą po pra wę sta nu kli nicz -

ne go w 36 mie sięcz nym okre sie ob ser wa cji. Kon tro l ne ba da nie den sy to me trycz ne wy ka za ło zmniej sze nie

wskaź ni ków oste opo ro tycz nych (BMD – 0,665 g/cm2; T – sco re –3,54 SD, Z – sco re -2,93 SD). Ob ser wa cje te

sugerują ko niecz ność le cze nia zmian oste opo ro tycz nych i pro fi lak ty ki zła mań u cho rych z pa chy der mo pe rio -

sto sis.

Słowa kluczowe: pachydermoperiostosis, osteoporoza, densytometria, bisfosfoniany

SUMMARY
This study presents the outcome of osteoporosis treatment in a 29-year-old male patient with full-blown

Touraine-Solente-Gole syndrome. His first DXA densitometry of the proximal femur demonstrated severe

osteoporosis (BMD 0.628 g/cm2; T-score -3.84 SD, Z-score -3.37 SD). Bisphosphonate treatment (alendronate

70 mg once weekly) produced considerable clinical improvement during a 36-month follow-up. A follow-up

densitometry showed a reduction of the osteoporotic indices (BMD 0.665 g/cm2; T-score -3.54 SD, Z-score 

-2.93 SD). These findings suggest to treat osteoporosis in pachydermoperiostosis and prevent pathologic bone

fractures in these patients.
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WSTĘP
Pa chy der mo pe rio sto sis zwa ne ina czej ze spo łem

To ura ine -So len te -Go le to rzad ka, zło żo na jed nost ka

cho ro bo wa na le żą ca do gru py pier wot nych oste oar -

tro pa tii prze ro sto wych o ró żnym ty pie dzie dzi cze nia.

Wy ró żnia się 2 po sta ci, wy stę pu ją cą ro dzin nie i idio -

pa tycz ną, czę ściej wy stę pu je u mę żczyzn [1,2].

Na ob raz kli nicz ny skła da się tria da cha rak te ry stycz -

nych ob ja wów: prze rost ko ści dłu gich, pa chy der mia

skó ry gło wy, rąk i stóp oraz pa łecz ko wa te pal ce.

W roz po zna niu po moc ne by wa kla sycz ne ba da nie ra -

dio lo gicz ne z cha rak te ry stycz nym ob ra zem ko ści

dłu gich i dy stal nych pa licz ków rąk [3].

W do stęp nym pi śmien nic twie świa to wym nie ma

jak do tąd do nie sień o wy nikach le cze nia oste opo ro -

zy w ze spo le To ura ine -So len te -Go le.

W ostat nich la tach pod no si się efek tyw ną ro lę bi -

fos fo nia nów w mo du la cji prze bie gu pa chy der mo pe -

rio sto sis [4,5].

Ce lem pra cy jest przed sta wie nie wy ni ków le cze -

nia oste opo ro zy u cho re go z pa chy der mo pe rio sto sis

w kon tek ście ba da nia den syto me trycz ne go oraz je go

im pli ka cje kli nicz ne wska zu ją ce na po trze bę le cze nia

oste opo ro ro zy oraz pre wen cję zła mań u pa cjen ta 

z peł no obja wo wym ze spo łem To ura ine -So len te -Go le.

OPIS PRZYPADKU
Cho ry SW lat 29 (nr hi sto rii cho ro by 4835) zo stał

przy ję ty do kli ni ki z po wo du obrzę ków i do le gli wo -

ści bó lo wych sta wów ko la no wych i utrud nia ją cych

po ru sza nie się i nor mal ne funk cjo no wa nie

W wy wia dzie w okre sie do ra sta nia wy stą pi ły

znie kształ ce nia bu do wy kość ca, to wa rzy szą ce wy so -

kie mu wzro sto wi pa cjen ta. Nie zna le zio no wów czas

przy czy ny de for ma cji. W 1997 pa cjent był dia gno zo -

wa ny w Kli ni ce En do kry no lo gii, gdzie wy klu czo no

akro me ga lię. 

W ba da niu przed mio to wym w dniu przy ję cia

stwier dzo no zwięk szo ne wy mia ry po dłu żne koń czyn

gór nych i dol nych nie pro por cjo nal ne do ogól nej bu -

do wy cia ła, po sze rze nie za ry sów sta wów ko la no wych,

sko ko wych i pro mie nio wo -nad garst ko wych oraz de -

for ma cję klat ki pier sio wej o ty pie szew skiej klat ki

pier sio wej (Ry c. 1,2). W ba da niu kli nicz nym stwier -

dzo no ce chy nie wiel kie go obrzę ku w oby dwu sta -

wach ko la no wych z bó lo wym ogra ni cze niem zgię cia

w tych sta wach. Sta wy ko la no we sta bil ne, bez cech

uszko dze nia apa ra tu wię za dło we go i łę ko tek, rów -

nież w wy wia dzie brak in for ma cji wska zu ją cych

na po ura zo wy cha rak ter do le gli wo ści ze stro ny tych

sta wów. W ba da niu kli nicz nym sta wów sko ko wych

i pro mie nio wo -nad garst ko wych po za po sze rze niem

ich za ry sów nie stwier dzo no ogra ni cze nia ich ru cho -

BACKGROUND
A rare and complex condition, pachydermoperio -

sto sis, or Touraine-Solente-Gole syndrome, is a pri -

mary hypertropic osteoarthropathy with various in -

he ri tance patterns. There are 2 types of pachydermo -

periostosis: idiopathic and familial, and the condition

is more frequent in males [1,2]. Clinically, PDP pre -

sents as a triad of characteristic signs: long bone

over growth, pachyderma of the head, hands and feet,

and finger clubbing. Diagnosis can be aided by clas -

sic radiographs, which reveal characteristic features

of long bones and the distal phalanges of the hands.

Until now, there have been no reports in the world

literature concerned with the results of osteoporosis

treatment in Touraine-Solente-Gole syndrome.

The effectiveness of bisphosphonates on modula -

ting the course of pachydermoperiostosis  has been

indicated in the recent years [4,5].

The aim of this study is to present the outcome of

osteoporosis treatment in a male patient with pa -

chydermoperiostosis relative to densitometric data

and to examine the clinical implications of the treat -

ment that support the need for osteoporosis treatment

and bone fracture prevention in patients with full-

blown Touraine-Solente-Gole syndrome.

CASE STUDY
A male patient, SW, aged 29 (case history no.

4835) was admitted to the department due to

swelling and pain in the knee joints that hindered

movement and normal functioning.

The patient had a history of skeletal deformities

in adolescence which as he grew to a tall height. The

cause of the deformities was not ascertained at that

time. In 1997 the patient was admitted for a diag -

nostic work-up at the Department of Endocrinology,

where acromegaly was ruled out. 

Physical examination on admission revealed in -

creased length of the upper and lower extremities,

which was out of proportion to the overall body

build, broadened contour of the knee, ankle, and

radiocarpal joints, as well as a pectus excavatum

deformity of the chest (Fig. 1,2). Clinical examina -

tion revealed slight swelling in both knee joints with

limitation of flexion because of pain. The knee joints

were stable, there were no signs of damage to the

ligaments or menisci, and no history of injuries that

could explain the joint problems. Apart from broa -

dening of the contour of the ankle and radiocarpal

joints, the clinical examination did not reveal any

restrictions in their mobility, signs of exudate, or

trauma-related damage to the capsulo-ligamentous

apparatus. The clinical presentation also included
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mo ści, ob ja wów wy się ków i po ura zo wych uszko dzeń

apa ra tu to reb ko wo -wię za dło we go. W ob ra zie kli nicz -

nym za uwa żo no rów nież cha rak te ry stycz ne bul wia -

ste zgru bie nie dy stal nych czę ści pal ców, któ re nada -

wa ły pal com kształt pa łecz ko wa ty. Stwier dzo no licz -

ne za skór ni ki, grud ki i du że rop ne tor bie le na twa rzy,

characteristic bulbous thickening of the distal finger

tips resulting in finger clubbing. The patient had

numerous blackheads, papulae and big suppurative

cysts on the face, deep nasolabial folds and sig -

nificant seborrhoea. Moreover, significant thickening

of skin on feet and hands with excessive keratosis
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Ryc. 1. Obraz kliniczny pacjenta z pachydermoperiostosis

Fig. 1 Clinical aspect of patient with pachydermoperiostosis

Ryc. 2. Obraz kliniczny pacjenta z pachydermoperiostosis

Fig. 2. Clinical aspect of patient with pachydermoperiostosis
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głę bo kie fał dy no so wo -war go we i znacz ny ło jo tok.

Ujaw nio no po nad to znacz ne po gru bie nie skó ry stóp

i rąk z nad mier nym ro go wa ce niem i po tli wo ścią.

Wy wiad ro dzin ny oka zał się bez zna cze nia dla dal -

sze go pro ce su dia gno stycz ne go. Ba da nie ra dio lo -

gicz ne wy ka za ło pro ces ko ścio two rze nia okost no we -

go w ko ściach dłu gich, zwłasz cza go le ni, przed ra -

mion i ko ści śród rę cza z po więk sze niem i po gru bie -

niem ko ści dłu gich bez zmniej sze nia sze ro ko ści ka -

na łu szpi ko we go (Ry c. 3). Ra dio gra my rąk wy ka za -

ły znacz ne go stop nia akro oste oli zę pa licz ków dy stal -

nych pal ców z za ni kiem ob wo do wych czę ści ko ści

oraz obrzę kiem tka nek mięk kich (Ry c. 4). W ce lu

po sta wie nia roz po zna nia prze pro wa dzo ne wie lo spe -

cja li stycz ne kon sul ta cje (der ma to lo gicz ną, en do kry -

no lo gicz ną, kar dio lo gicz ną, neu ro lo gicz ną oraz reu -

ma to lo gicz ną), któ re po zwo li ły wy klu czyć ze spół

Mar fa na, wtór ną po stać oste oar tro pa tii, cho ro bę Pa -

ge ta, RZS, pe rio sto zę po wro dzo nej ki le, akro me ga -

lię i ze spół SA PHO, a w kon se kwen cji po sta wić roz -

po zna nie ze spo łu To ura ine -So len te –Go le. Usta le nie

pra wi dło we go roz po zna nia po zwo li ło włą czyć od po -

wied nie le cze nie zmian skór nych pod po sta cią izo -

tre ty no iny (pre pa ra tem Ac ne nor min 10 mg dwa ra zy

dzien nie do ust nie) i nie ste ro ido we le ki prze ciw za -

pal ne (Dic lo ra tio 100 mg dwa ra zy dzien nie do ust -

nie). Za sto so wa ne le cze nie po zwo li ło uzy skać zmniej -

sze nie po tli wo ści i na si le nia zmian skór nych oraz

and acrohyperhidrosis was observed. The family his -

tory was non-contributory to further work-up. A ra -

diographic examination revealed periosteal osteoge -

nesis in the long bones, especially in the crus, fore -

arm and metacarpal bones with bone enlargement

and thickening, yet without a decrease in the width of

the medullary canal (Fig. 3). Radiographs of the

hands revealed significant acroosteolysis of the distal

phalanges of the fingers with peripheral osteoporosis

and soft tissue swelling (Fig. 4). In order to esta blish

a diagnosis, the patient was consulted by a der mato -

logist, endocrinologist, cardiologist, neurologist and

rheumatologist. These consultations ruled out  Mar fan

syndrome, secondary osteoarthropathy, Pa get’s disease,

rheumatoid arthritis, congenital syphi li tic periostitis,

acromegaly, and SAPHO syndrome, and as a conse -

quence, Touraine-Solente-Gole syn drome was diag -

nos ed. Establishing the right diagno sis allowed for

appropriate treatment of the skin lesions with isotre -

ti noin (Aknenormin 10 mg, twice daily, PO) and non -

steroidal anti-inflammatory drugs (Dicloratio 100

mg, twice daily, PO). The treatment helped reduce

the hyperhydrosis, alleviate skin lesions as well as

reduce swelling and pain in the affected joints.

Additionally, due to a suspicion of a bone mine -

ralization disorder and lack of any reports on this

subject in the world literature we decided to conduct

DXA densitometry of the proximal femur. It revealed
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Ryc. 3. Obraz radiologiczny kości piszczelowej

Fig. 3. The X-ray of tibial bone
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zmniej szyć obrzę ki i do le gli wo ści bó lo we za ję tych

sta wów.

Do dat ko wo, ze wzglę du na po dej rze nie za bu rze -

nia pro ce sów mi ne ra li za cji ko ści oraz na brak ja kich -

severe osteoporosis (BMD – 0.628 g/cm2; T-score 

– 3.84 SD, Z-score -3.37) (Fig. 5). On the basis 

of these findings, persistent osteoarticular pain and 

a high risk of fractures, antiosteoporotic treatment
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Ryc. 4. Obraz radiologiczny ręki (akroosteoliza)

Fig. 4. The X-ray of the hand (acroosteolisis)

Ryc. 5. Badanie densytometryczne bliższego końca kości udowej u pacjenta z pachydermoperiostosis

Fig. 5. Densitometry of the proximal femur in patient with pachydermoperiostosis
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kol wiek do nie sień w pi śmien nic twie świa to wym na

te mat te go za gad nie nia po sta no wio no u cho re go wy -

ko nać ba da nie den sy to me trycz ne z bli ższe go koń ca

ko ści udo wej tech ni ką DE XA. Wy ka za ło ono zna czą

oste opo ro zę (BMD – 0,628 g/cm2; se kwen cja T -sco re

-3,84 SD, Z -sco re -3,37) (Ry c. 5). Na pod sta wie uzy -

ska ne go wy ni ku ba da nia oraz ze wzglę du na utrzy -

mu ją ce się do le gli wo ści bó lo we kost no -sta wo we

i wy so kie ry zy ko zła mań, włą czo no le cze nie prze ciw -

o ste opo ro tycz ne sto su jąc alen dro nian w daw ce 70 mg

1 raz na ty dzień do ust nie. 

Le cze nie alen dro nia nem sto so wa no przez okres

36 mie się cy, ob ser wu jąc dal szą po pra wę sta nu kli -

nicz ne go, zmniej sze nie do le gli wo ści bó lo wych kost -

no -sta wo wych oraz po pra wę ogól nej spraw ność pa -

cjen ta. W okre sie le cze nia nie do szło rów nież do wy -

stą pie nia zła ma nia ni sko ener ge tycz ne go. Wy ko na ne

po 36 mie sią cach kon tro l ne ba da nie den sy to me trycz -

ne wy ka za ło zmniej sze nie się wskaź ni ków oste opo -

ro tycz nych (BMD – 0,665 g/cm2; T – sco re –3,54

SD, Z – sco re -2,93 SD) (Ry c. 6).

DYS KU SJA
W do stęp nym pi śmien nic twie świa to wym nie do -

no szo no jak do tąd o po trze bie ba da nia den sy to me -

trycz ne go w peł no obja wo wym ze spo le To ura ine -So -

len te-Go le. Ba da nie Ren di na i wsp. oraz Mar ti nez -

-Fer rer i wsp. wska zu ją cha rak te ry stycz ne dla ostrej

was com menced with oral alendronate 70 mg once-

weekly. 

The alendronate treatment was continued for 36

months, during which the clinical condition further

improved, bone and joint pain lessened, and the

patient’s overall physical function improved. No

low-energy fractures occurred during the treatment.

A follow-up densitometry performed after 36 months

showed a reduction of the osteoporotic indices

(BMD 0.665 g/cm2; T-score -3.54 SD, Z-score -2.93

SD) (Fig. 6).

DISCUSSION
The available world literature contains no reports

on the need for densitometry in full-blown Touraine-

Solente-Gole syndrome. The studies conducted by

Rendina et al. and Martinez-Ferrer et al. report in -

creas ed bone resorption, which is characteristic of
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Ryc. 6. Kontrolne badanie densytometryczne  po 36 miesiącach

Fig. 6. Densitometry after three-year-follow up
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fa zy pe rio sto zy zwięk sze nie re sorp cji tkan ki kost nej

i pod wy ższo ne war to ści mar ke rów prze mia ny kost -

nej, któ re są przy dat ne w mo ni to ro wa niu ak tyw no ści

cho ro by [6,7].

Mar ti nez -Le vin i wsp. na pod sta wie prze glą du pi -

śmien nic twa su ge ru ją istot ną ro lę bi fos fo nia nów

w le cze niu ob ja wo wym pier wot nej hi per tro ficz nej

oste oar trop stii [4].

Guy ot i wsp. oce nia li efek tyw ność pa mi dro na te

u 3 cho rych z ze spo łem To ura ine -So len te -Go le,

u któ rych sto so wał daw kę 1 mg/kg mc iv. Wy raź -

na po pra wa kli nicz na u wszyst kich 3 pa cjen tów, przy

bra ku efek tów ubocz nych po twier dza przy dat ność

pa mi dro na te w le cze niu ob ja wo wym pa chy der mo pe -

rio sto sis [5].

Prze pro wa dzo ne ba da nie den sy to me trycz ne bli -

ższe go koń ca ko ści udowej u mło de go 29-let nie go

mę żczy zny, wska za ło znacz ne go stop nia oste opo ro -

zę i du że ry zy ko zła mań. Wdro żo ne le cze nie sto so -

wa ne w oste opo ro zie (alen dro nian w daw ce 70 mg

1x w tyg.), wpły nę ło na po pra wę sta nu kli nicz ne go

cho re go w 3 let nim okre sie ob ser wa cji, a wy ko na ne

kon tro l ne ba da nie den sy to me trycz ne wy ka za ło

zmniej sza nie się wskaź ni ków oste opo ro tycz nych. 

Stwier dzo ne zmia ny oste opo ro tycz ne w ba da niu

den sy to me trycz nym są zgod ne z ob ser wa cja mi in -

nych au to rów, opar ty mi o ba da nia bio che micz ne mar -

ke rów prze mia ny tkan ki kost nej [6,7]. 

Wy ni ki ba da nia den sy to me trycz ne go prze ma wia -

ją za ko niecz no ścią dia gno sty ki oste opo ro zy u pa -

cjen tów z pa hy der mo erio sto sis, a w przy pad ku jej

ujaw nie nia nie zbęd ne wy da je się włą cze nie od po -

wied nie go le cze nia w ce lu po pra wy sta nu kli nicz ne -

go oraz za po bie ga niu wy stą pie nia zła mań ni sko ener -

ge tycz nych.

the acute phase of periostosis, as well as elevated bone

turnover markers, which are useful for monitoring

disease activity [6,7].

On the basis of a review of literature, Martinez-

Levin et al. suggest a significant role of bisphospho -

nates in symptomatic treatment of primary hypertro -

pic osteoarthropathy [4].

Guyot et al. assessed the efficacy of 1 mg/kg iv

pamidronate therapy in 3 patients with Touraine-So -

lente-Gole syndrome. Considerable clinical im pro -

ve  ment in all three patients with no side effects noted

confirms the usefulness of pamidronate in sympto -

matic treatment of pachydermoperiostosis [5].

A densitometry of the proximal femur conducted

in our young, 29-year-old male patient demonstrated

severe osteoporosis and a high risk of fractures. We

employed treatment used in osteoporosis (alen dro -

nate 70 mg once weekly) which contributed to im -

pro vement of the patient’s clinical condition during 

a 3-year follow-up period, and a follow-up densito -

me try showed a reduction of the osteoporotic indices. 

The osteoporotic lesions observed on densito me -

try match the observations of other authors based on

biochemical tests of bone turnover markers [6,7]. 

The densitometric findings support the need for

screening patients with pachydermoperiostosis for

osteoporosis and if it is diagnosed, it seems neces -

sary to implement appropriate treatment in order to

improve the clinical condition and prevent low-ener -

gy fractures.
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