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Kyste dysembryologique meédian dorsolingual :
a propos d’un cas

Dorso-lingual median cyst of developmental origin: a case report

PHILIPPE CAMPAN*, PHILIPPE KEMOUN*,LISON PESSINET-BENOUAICH**, MARTINE NESPOULOUS*

RESUME

Un adolescent de 14 ans présente a I'examen clinique une formation dorso-linguale de type tumorale
bénigne, dont I'antériorité permet de mettre en évidence une certaine stabilité. Aucune anomalie collatérale
n‘est objectivable notamment au niveau thyroidien. Une biopsie-exerése de la formation linguale est réali-
sée. L'examen histopathologique montre la présence d'une formation épithéliale vestigiale, circonscrivant
une cavité quasi-virtuelle au sein de la tumeur, évoquant une formation kystique dégénérée. Le diagnostic
de kyste lingual médian d'origine embryologique est alors proposé et discuté en fonction des données de
la littérature. Il en résulte que le kyste lingual médian n'apparait pas comme une entité nosologique homo-
géne, mais semble regrouper plusieurs types de dysembryoplasies kystiques dorso-linguales médianes,
polymorphes, tant d'un point de vue clinique que histopathologique (Med Buccale Chir Buccale 2002; 8:
53-7).

mots clés : Kystes et tumeurs linguaux, Kystes du tractus thyréoglosse

SUMMARY

This study, based on the clinical examination of a 14-year-old adolescent, revealed a benign dorso-lingual
tumor whose length of diachronic evolution showed a certain stability. No evidence of collateral abnor-
mality particularly in respect to the thyroid was found. A biopsy-excision was performed. The histopatho-
logical examination showed the presence of a vestigial epithelial formation, surrounding a virtual cavity
within the tumor , consistent with a degenerated cystic formation. The diagnosis of a median lingual cyst
of embryological origin was then suggested and discussed according to the literature. From both clinical
and histopathological standpoint, median lingual cyst does not appear as a nosological homogenous
entity, but seems to group several types of polymorphous median dorso-lingual cystic dysembryoplasia.
(Med Buccale Chir Buccale 2002; 8: 53-7).
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Les kystes et les fistules d'origine embryonnaire
de la face et du cou sont des anomalies peu fré-
quentes représentant environ 2 % des tumeurs
cervicales [1l. Parfois découverts a I'dge adulte,
ils sont le plus souvent révélés pendant I'en-
fance. Ainsi, la régression incompléte d’une
structure embryonnaire ou la migration anormale
d’un organe peuvent étre a I'origine d’anomalies
diverses : branchiales (kystes branchiaux), du
tractus thyréoglosse (kyste du tractus thyréo-
glosse (TTG)), de I'angiogénése (hémangiome,
lymphangiome), du développement tissulaire
avec inclusions de débris épithéliaux (tératomes,
kystes dermoides et épidermoides, kystes
médio-linguaux). [2-4]

La diversité des dysembryoplasies rend I'interro-
gatoire, la clinique et les différents examens
radiographiques souvent insuffisants pour identi-
fier la Iésion. L’anatomopathologie permetle plus
souvent d’établir un diagnostic, mais les rema-
niements tissulaires post-nataux des structures
en cause le rendent parfois difficile a affirmer.

OBSERVATION

Un adolescent de 14 ans vient consulter pour une
tuméfaction située sur la face dorsale de la
langue, en position médiane, juste en avant du
foramen caecum (Fig.1).

Figure 1 : Aspect clinique de la lésion
Clinical aspect of the lesion

Il s’agit d’une masse sessile, arrondie, d’un centi-
metre de diametre, faisant saillie sur le dos de la
langue, indolore, bien limitée, ferme a la palpation
et de consistance plutét élastique. Sa surface est
dépapillée, de couleur rose, sans ulcération, ni
plage de kératinisation, ni fistule.

Aucune autre lésion linguale ou pelvilinguale n’est
retrouvée. Le patient présente cependant une
hyperplasie gingivale localisée a la région anté-
rieure, d’étiologie traumatique, liée a une supra-
clusie incisive en cours de réduction par un
traitement orthodontique. Il n’y a pas d’adénopa-
thie cervico-faciale, ni de tuméfaction visible ou
palpable. Aucune géne fonctionnelle n’est décrite,
et a I’'examen, la protraction de la langue est nor-
male. Observée déja 6 ans auparavant a |'occa-
sion d’une adénoidectomie, I’évolution de la
tuméfaction semble stable. A I'interrogatoire, il
n’est pas retrouvé d’antécédent notable : pas de
dysthyroidie, pas de traumatisme lingual, pas de
lésion kystigue ou nodulaire cervico-faciale ou
une autre localisation.

Les signes cliniques sont en faveur de la bénignité
de cette Iésion : unique, topographie bien circons-
crite, petite taille, stabilité, absence d’ulcération,
d’épaississement muqueux et de saignement, pas
d’adénopathie satellite. Ceci n’a motivé ni examen
radiologique complémentaire (échographie, scan-
nographie, IRM, scintigraphie), ni exploration ORL
ou endocrinienne.

Le diagnostic clinique de kyste lingual médian
d’origine embryonnaire est alors évoqué, et son
exérese chirurgicale préconisée.

Compte tenu de la faible accessibilité de la tumeur,
de par sa situation linguale a la lisiére du V lingual,
I’intervention est conduite sous anes-thésie géné-
rale, avec intubation naso-trachéale. Le dome de
la tuméfaction est maintenu par une pince a forci-
pressure, sa base est incisée au bistouri en direc-
tion apicale. Le clivage dans sa portion inférieure
s’avérant impossible, une dissection prudente en
quartier d’orange est pratiquée. Une suture point
par point aux plans profond et supefficiel, ferme la
plaie et permet d’obtenir I’hnémostase.

L’'examen histologique montre I'existence au
centre de la Iésion d’une formation kystique, limitée
par un épithélium malpighien kératinisé, localement
mono ou bi-stratifié. Autour de ce kyste, le stroma
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périphérique, trés richement vascularisé, prend un
aspect pseudo-angiomateux et les fibres muscu-
laires, de par leur disposition et leur regroupement,
semblent s’organiser. Il n'y a aucun élément a
caractere suspect de malignité, ni aucune atteinte
de type infectieuse ou inflammatoire. L'origine dys-
embryologique de ce kyste est vraisemblable
(Fig. 2 et 3). Les suites opératoires sont simples et
la consultation & un mois montre une cicatrisation
totale.

COMMENTAIRES

Chez un enfant ou un adolescent, face a un syn-
drome de masse dorso-lingual médian, d’évolu-
tion lente, dans un contexte non infectieux,
sans symptomatologie bruyante et sans signe

clinique de malignité, le diagnostic de kyste
d’origine dysembryologique semble étre le plus
envisageable.

Il s’agit de développements cavitaires consécu-
tifs & l'inclusion et/ou a I'absence de résorption
de débris tissulaires lors de I'embryogéneése.
L’origine de ces tissus détermine le type de kyste
en présence. La revue de la littérature fournit un
grand nombre de publications rapportant des
lésions kystiques linguales médianes [1-11],

Bien qu’aucune statistique ne soit disponible, il
semble que les anomalies les plus fréquentes
soient les kystes du tractus thyréoglosse (KKT).
Le tractus thyréoglosse (TTG) est un canal épi-
thélial, laissé «en trainée» par la thyroide depuis

Figure 2 : Aspect histologique de la
Iésion (x25). Noter I'organisation
concentrique des faisceaux muscu-
laires lisses (-«— ) autour de la for-
mation épithéliale vestigiale ( -q—).
Histological aspect of the lesion
(x25). Note the concentric disposi-
tion of the smooth muscular fibers
(=) surrounding the vestigial epi-
thelial formation (=).

Figure 3 : Aspect histologique de la
Iésion (x100). Noter la cavité kys-
tique vestigiale. (=)

Histological aspect of the lesion
(x100). Note the vestigial cystic
cavity (-=—)
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son site lingual de formation, a la pointe du V
lingual [12] & la cinquiéme semaine du dévelop-
pement embryonnaire, jusqu’en avant du larynx
vers la septieme semaine. Normalement, le TTG
doit involuer complétement. Quand il ne dispa-
rait pas, les reliquats, consécutifs a la présence
de restes de ce conduit peuvent prendre I'aspect
d’une «thyroide linguale » ou exceptionnellement
la forme d’'un canal vestigial dit «canal de
Bochdalek» mais le plus souvent 'aspect de
nodules ou de kystes thyréoglosses isolés [17],
Ces kystes peuvent siéger n'importe ou sur son
trajet, sur la ligne médiane du cou, ou a son voi-
sinage immédiat. La localisation linguale repré-
sente 2,1% de ces formations [€l. D’un point de
vue histopathologique, on retrouve une cavité
kystique vraie, bordée d’un épithélium pavimen-
teux stratifié kératinisé, avec des plages d’épi-
thélia pseudo-stratifiés ciliés, de type respiratoire
ou des cellules thyroidiennes bordant le kyste.
La particularité de la Iésion observée est qu’elle
renferme une formation épithéliale avec une
lumiere trés fine, le tout évoquant une cavité
kystique vestigiale. L’épithélium kystique est un
épithélium malpighien mono ou bistratifié avec
une couche cornée ayant produit localement de
la kératine. Cependant, il n’est retrouvé ni épi-
thélium de type cilié ni cellules thyroidiennes. |l
n’est donc pas possible d’affirmer qu’il s’agit
d’un KTT.

La seconde entité envisageable est le kyste épi-
dermoide. Il s’agit d’'une lésion assez rare, du
tiers antérieur de la langue, souvent diagnosti-
quée entre 12 et 15 ans. Elle peut ressembler a la
lésion que nous rapportons, bien gqu’Akerson [5]
décrive une tuméfaction prenant I'ensemble du
dos de la langue, assez mal limitée et non dépa-
pillée. L'étiopathogénie s’explique par I'inclusion
et I'absence de résorption du mur ectodermique
lors de la fusion des bourgeons latéro-linguaux a
la sixieme semaine du développement intra-uté-
rin. Microscopiquement, on retrouve un épithé-
lium stratifié kératinisé [13].

Le troisieme diagnostic a envisager, est le kyste
lingual médian, qui semblerait le plus corres-
pondre au contexte. Cliniquement, des descrip-
tions assez divergentes sont retrouvées.
Certains auteurs décrivent des tuméfactions

sessiles de I'ensemble du dos de la langue,
avec une muqueuse linguale de recouvrement
normale [2]. D’autres rapportent des Iésions plus
circonscrites, avec une muqueuse linguale
dépapillée, cliniguement beaucoup plus
proches de celle du cas que nous évoquons [3],
mais dont la localisation concerne le tiers lin-
gual antérieur. Histologiquement, on retrouve la
prédominance d’un épithélium pseudo-stratifié
cilié typique des structures respiratoires. Il
s’agirait de I'inclusion d’une partie du bourgeon
de I'arbre respiratoire dans les bourgeons lin-
guaux, phénomene facilité par la contiguité des
deux systemes embryonnaires. Pourtant, I'as-
pect nosologique de cette entité est souvent
remis en question [3-41. En effet, on retrouve dif-
férents diagnostics, kyste linguaux d'origine
respiratoire, glossocéle, kyste intra-lingual
d’origine respiratoire, kyste muqueux, etc.
(Quinn, Fink, Samuel, Constantinides, rapportés
par Naidoo [3]), consacrés a ces formations
Iésionnelles dorso-linguales dont I’histopatholo-
gie révele indifféremment des épithéliums kys-
tiques d'allure gastrique (épithélium cuboide),
stratifiés kératinisés, pseudo-stratifiés ciliés,
solitaires ou associés. C'est la raison pour
laguelle Naidoo [Bl propose le terme de kyste
lingual médian dans tous les cas.

Les autres diagnostics tels que les kystes laté-

raux du cou, les lymphangiomes ou les proces-

sus infectieux sont facilement écartés par

I'examen clinique.

L’anatomo-pathologie et I'imagerie permettent

également d’éliminer :

— la thyroide linguale, de par les ilots thyroidiens
facilement reconnaissables sur une coupe, la
palpation cervicale thyroidienne négative, la
TDM linguale mettant en évidence une hyper-
densité basi-linguale, et la scintigraphie fixant
le technétium au niveau basi-lingual et non au
niveau sus-sternal [9,.14,15] ;

- les tératomes, de par la présence de tissus
mésodermiques et entoblastiques (digestifs)
et sa prédominance chez le nouveau-né [16] ;

- le kyste dermoide lingual, de par sa localisa-
tion préférentielle sublinguale et la présence
d’annexes de la peau (8l ;

— le lipome qui contient des adipocytes.
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Il n’est pas retrouvé dans la littérature de cas tel
que celui décrit dans cette observation. Compte
tenu de 'examen clinique et microscopique, il est
difficile de retenir un des diagnostics précités, mais
il semble judicieux de classer cette lésion parmi les
kystes linguaux médian d'origine embryonnaire.

La cavité kystique existe, mais I'identification
des vestiges épithéliaux est difficile. En I'ab-
sence d’anticorps spécifiques, I'immunohisto-
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