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Kyste osseux solitaire chez un patient atteint
d’une drépanocytose

Clinical diagnosis of solitary bone cyst in a patient with sickle-cell anemia

SAID NOUJAIM*, ALP ALANTAR*, JEAN-MARC GALEAZZI*, PHILIPPE GENET**, LOUIS MAMAN***

RESUME

Un patient agé de 28 ans, d’origine africaine, est hospitalisé en urgence pour une crise drépanocytaire aigué.
L’examen clinique révéle un bon état général. |l est adressé au service d’Odontologie pour une tuméfaction
palatine, apparue une semaine auparavant. Une restauration en composite sur 21 et une carie de I’émail sur
22 sont notées. Les tests de vitalité au froid sont négatifs sur ces deux dents. La radiographie rétro-alvéolaire
révele une image radioclaire au contact des apex de 21, 22 et 23, sans continuité avec la lamina dura. La radio-
graphie occlusale du maxillaire montre une lésion radioclaire para-médiane gauche, mesurant 20X20 mm, a
limites nettes. Le diagnostic préliminaire évoqué est un abcés sous-périosté d’origine dentaire en rapport avec
21 et 22. Le traitement endodontique est réalisé dans un premier temps. L'exérése de la lésion est effectuée
sous anesthésie locale aprés la réalisation d’un lambeau vestibulaire de pleine épaisseur, I'ostéotomie de la
corticale vestibulaire met en évidence une cavité osseuse vide, contenant un peu de liquide d’aspect héma-
tique. Les racines de 21 et 22 plongent dans cette cavité qui jouxte la racine de 23. Aprés aspiration du liquide,
aucun revétement épithélial n’est trouvé et le diagnostic de kyste osseux solitaire est retenu. Apreés la régula-
risation des rebords osseux alvéolaires, la suture est réalisée avec des points simples et séparés. Aucune suite
opératoire notoire n’est rapportée. Les clichés radiographiques rétro-alvéolaires et les incidences occlusales
sont pratiqués a un mois et a 14 mois postopératoires ; ces derniers montrent une réossification totale de la
lacune osseuse. L'association d’un kyste osseux solitaire a une drépanocytose peut étre expliquée par I'apti-
tude de ces patients a développer des infarctus osseux. La diminution de la vascularisation est un des méca-
nismes retenus dans la genese de ces kystes. Ce cas permet de rappeler 'importance des bilans de recherche
de foyers infectieux et la prévention des complications infectieuses post-chirurgicales chez les patients
atteints d’une drépanocytose. (Med Buccale Chir Buccale 2003; 9: 105-111)

mots clés : Drépanocytose, Physiopathologie, Epidémiologie, Kyste osseux solitaire, Chirurgie buccale,
Complications.

SUMMARY

A case of a solitary bone cyst in a patient with a sickle-cell anemia is reported. The patient was a 28-year-old black
african male with a painfull palatal swelling. The physical examination was normal and the X-rays showed a periapi-
cal radiolucency arround 21,22 and 23 without significant thermic tests. A diagnosis of dental abcess was done and
endodontic treatment was firstly performed. Then during surgical exploration, using a buccal mucoperiosteal flap, a
large endosseous hematic cavity (20X20 mm) was found. Since this bone cavity was empty without demonstrable
associated membrane or tissue, a clinical diagnosis of hemorrhagic bone cyst was made. No operative complica-
tion was noted an a complete bone healing occured after 14 months. The association of an hemorrhagic bone cyst
with a sickle-cell anemia is discussed. The high frequency of bone infarction in patients with sickle-cell anemia may
be an explanation. According to this case report, the importance of the prevention of oral infections in patients with
sickle-cell disease is underlined. (Med Buccale Chir Buccale 2003; 9: 105-111)

key words : Anemia, Sickle-cell disease, Physiopathology, Epidemiology, Solitary Bone Cyst, Oral
surgery, Complications.
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La drépanocytose concerne I'odontologiste par
certaines de ses manifestations (péaleur des
muqueuses, retard d’éruption des dents, dys-
trophie des os plats), ses complications (foyers
de thrombose et d’infection) et les mesures pré-
ventives qui doivent étre prises pour toute inter-
vention de chirurgie buccale [1l. L’observation
clinigue d’un kyste osseux solitaire dans la
région de 21 et 22 découvert chez un patient
hospitalisé pour une crise drépanocytaire aigué
est présentée. Le traitement radiculaire de ces
deux dents a précédé I'exérese de la lésion
sous antibiothérapie. Le contrdle radiogra-
phique au 14° mois postopératoire montre une
Cicatrisation osseuse compléte. Les mesures
préventives pour la chirurgie buccale chez le
patient drépanocytaire et I'association d’un
kyste osseux solitaire a une drépanocytose sont
discutées.

OBSERVATION

Un patient agé de 28 ans, d’origine africaine, est
hospitalisé en urgence pour une crise drépanocy-
taire aigué qui ne céde pas sous oxygéne nasal et
dextropropoxyphéne. Il est adressé au Service
d’Odontologie de I'Hbpital de Nanterre pour une
tuméfaction palatine douloureuse.

Les antécédents associent une drépanocytose
homozygote [SS], une appendicectomie, une
cholécystectomie, une occlusion sur bride et plu-

Figure 1 : Aspect faisant évoquer un abcés palatin
sous-périosté.
Palatal swelling.

sieurs hospitalisations répétées pour des crises
drépanocytaires.

L'examen clinique révéle un bon état général,
avec un pouls a 88 pulsations/minutes, une pres-
sion artérielle de 130/80 mm Hg et une tempéra-
ture corporelle de 37,7°C. Le tableau clinique est
dominé par des algies diffuses, thoraciques et
des membres inférieurs, sans déficit neurolo-
gigue. La muqueuse buccale a un aspect normal.
A l'interrogatoire, le patient se plaint d’une «gros-
seur» dans la région palatine, douloureuse, appa-
rue une semaine auparavant, et entrainant une
géne fonctionnelle. Aucune notion de choc sur les
incisives n’est retrouve.

L'examen endo-buccal révéle une tuméfaction
antérieure gauche, dépressible, mesurant
20x20mm (Fig. 1). Le test de vitalité au froid est
négatif sur 21 et 22, positif sur 23. Les examens
radiographiques rétro-alvéolaire (Fig. 2), panora-
mique et occlusal (Fig. 3) révélent une image
radioclaire maxillaire bien limitée, sans continuité
avec la lamina dura de 21 et 22, venant au
contact de la 23.

Le traitement endodontique et I'obturation radicu-
laire de 21 et 22 sont réalisés sous antibiothéra-
pie (Amoxiciline 2g.j*, 7 j). Comme la 23, dont la
racine jouxte la cavité, répond positivement au
test de vitalité au froid, la vitalité de cette dent est
conservée et sera soumise a un surveillance régu-
liére. Etant donné la taille de la Iésion, son exérése

Figure 2 : Sur la radiographie rétro-alvéolaire, on
découvre une large image radioclaire centrée sur la
racine de 22 sans continuité avec la lamina dura.
Periapical x-ray showing a radiolucency.
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Figure 3 : Sur le cliché occlusal, I'image radioclaire
étendue bien limitée semble en contact au moins
avec trois apex.
Occlusal x-rays.

chirurgicale sous anesthésie locale est program-
mée une semaine apres le traitement endodon-
tique.
< Bilan biologique d’entrée
— Numération Formule Sanguine :
- Leucocytes : 17 300.mm?
- Lymphocytes : 5 070.mm-®
- Polynucléaires : 10 950.mm-®
- Plaquettes : 312 000.mm*

—LDH: 1241 U.I*

— Hémoglobine : 8,3 gr.100.ml*

— Cytolyse modérée

— lonogramme sanguin :

- Sodium : 134 mmol.I*

- Potassium : 4,15 mmol.I"*
- Urée : 5,10 mmol.I*

- Créatinine : 59 umol.I*

— Vitesse de sédimentation : 38 mm a la pre-
miére heure

— Hémocultures négatives

— ECBU stérile

< Evolution et traitement de la crise dépranocy-
taire :

— Amendement de la symptomatologie doulou-
reuse sous buprénorphine SC puis sulfate de
morphine (60 mgX2.j*) avec du paracétamol
codéiné en relais,

— Régression du syndrome fébrile sous cipro-
floxacine (500 mgX2.j),

— Apparition d’un globe vésical sous morphine
ayant nécessité un sondage urétral pendant
12 jours.

Figure 4 : Vue per-opératoire.
Surgical procedure.

» Prescription pour lintervention : un relais avec
amoxicilline : 2g.j* pendant 8 jours apres le trai-
tement radiculaire est institué.

= |ntervention chirurgicale :

— L’anesthésie est pratiquée aux deux foramina
infra-orbitaires avec un rappel au foramen
rétro-incisif (articaine adrénalinée, 1/200.000).

— Lincision intra-sulculaire vestibulaire s’étend
de 12 a 23 avec double décharge distale. Un
lambeau de pleine épaisseur et une trépana-
tion de la corticale vestibulaire mettent en évi-
dence une cavité osseuse vide mesurant
20x20 mm, dans laquelle plongent les apex
de 21 et 22, et qui vient au contact du bord
mésial de la racine de 23 (Fig. 4). L’aspiration
de liquide intra-cavitaire de type hématique
est complétée par 'exploration de la cavité a
la curette de Lucas : elle révéele une large
résorption de I'os palatin permettant un
contact avec la muqueuse palatine sur toute
la surface de la tuméfaction palatine. Les
rebords osseux alvéolaires sont régularisés
avant la réalisation de la suture avec des
points simples et séparés.

— Prescription : poursuite de I'antibiothérapie,
paracétamol a la demande, et bain de bouche
ala thyrothricine pendant six jours.

— Les sutures sont déposées au 7¢ jour. Aucune
suite opératoire n’est rapportée.

« Sortie du patient 25 jours aprés I'intervention
avec une ordonnance :

— Acide folique 10 mg.j* , paracétamol 2 g.j*
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Figure 5 : Cliché retro-alvéolaire de contréle au
14°mois post-opératoire : la réossification a complé-
tement comblé la cavité.

Periapical x-ray showing a complete bone healing
14months after surgery.

Evolution du kyste osseux solitaire :

Un contr6le au 1* mois puis au 14° mois post-
opératoires (Fig. 5) est réalisé. A chaque controle,
des clichés rétro-alvéolaires et une incidence
occlusale sont pris et un test au froid réalisé sur
23 pour vérifier la vitalité pulpaire.

Les clichés montrent que la réossification de la
géode osseuse est totale aprés 14 mois. La sen-
sibilité pulpaire de 23 est normale.

DISCUSSION

Epidémiologie et pathogénie de la
drépanocytose

La drépanocytose survient presque exclusive-
ment dans les populations d’Afrique équatoriale
et tropicale — et les populations qui en sont
issues (Antilles, Etats-Unis) — de I'Inde, de
Madagascar [1-3] et d’Asie du Sud-Est pour cer-
taines formes. A un degré moindre, les popula-
tions du pourtour méditerranéen peuvent étre
atteintes.

Chez I'adulte sain, les molécules d’hémoglo-
bine sont constituées de 2 chaines de globine a

et de 2 chaines de globine B, conduisant a la
syntheése d’une hémoglobine appelée HbA. La
drépanocytose, ou anémie a hématies falci-
formes, est une maladie génétique, autosomale,
récessive, due a la synthése d’une hémoglobine
anormale (hémoglobine S ou HbS). Cette syn-
these est secondaire a une mutation sur le
6°codon du gene [ de la globine aboutissant a
la substitution de I'acide glutamique par une
valine. Ce changement d’acide aminé entraine,
en particulier lors des états d’hypoxie, une poly-
mérisation de I’hémoglobine S qui va aboutir
entre autres a une déformation des globules
rouges (hématies falciformes en raison de leur
forme de faux). Les conséquences de ce phé-
nomeéne sont nombreuses, une des plus impor-
tantes étant I'occlusion des vaisseaux de petit
calibre a I'origine d’une anoxie en aval se tra-
duisant par les classiques crises vaso-occlu-
sives [11.

Seuls les sujets homozygotes [SS] présentent
des symptbmes, les sujets hétérozygotes [AS]
sont asymptomatiques. Le trait drépanocytaire
peut étre associé a d’autres anomalies de I'hé-
moglobine (B-thalassémie, HbC, HbD, HbE...).
Certains patients doubles hétérozygotes, en
particulier ceux qui sont [SC], sont symptoma-
tiques [11,

Le diagnostic biologique est fait par I'électro-
phorése de I’hémoglobine. La drépanocytose
s’accompagne d’une anémie normochrome,
normocytaire avec un taux d’hémoglobine qui
peut s’abaisser jusqu’a 6 g.100 ml* [l Les
conséquences cliniques vont étre :

— Une anémie chronique, parfois aggravée par
certains phénoménes intercurrents (carence
notamment en folates, érythroblastopénie liee
au parvovirus B19...).

— Des infarctus osseux et viscéraux qui sont
responsables des douleurs de la crise drépano-
cytaire aigué et dont la répétition peut entrainer
des lésions irréversibles dans certains organes :
ostéonécrose de hanche, altération des fonc-
tions rénales, cardiaques ou pulmonaires,
atteintes neurologiques...

- Une sensibilité accrue aux infections, en par-
tie en raison de I'asplénie fonctionnelle secon-
daire aux infarctus spléniques. Les infections
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pulmonaires sont les plus fréquentes, puis ce
sont les ostéites, les méningites et les infections
a Salmonelles [3-8l.

— Une péleur de la muqueuse buccale secon-
daire a I'anémie chronique, un retard d’éruption
dentaire, voire un retard de croissance si I'ané-
mie chronique persiste, une hypoplasie d’émail,
une hypominéralisation de la dentine, une

hypercémentose et une ostéite de la mandibule
2,9,

Conduite a tenir en chirurgie buccale
chez le patient atteint d’'une drépano-
cytose

Le sujet drépanocytaire peut subir des interven-
tions de chirurgie buccale en ambulatoire, sous
anesthésie locale, dés lors que la maladie est
stabilisée. L’utilisation de vasoconstricteur n’est
pas contre-indiquée ; c’est d’avantage le stress
engendré par 'intervention qui est susceptible
de provoquer des complications [2. 9-12] |es
crises drépanocytaires peuvent étre déclen-
chées par des infections diverses, une déshy-
dratation, une hypoxie, une acidose, des trau-
matismes, une anesthésie générale ou des
extractions dentaires [2. 7. 10. 131, Pour une anes-
thésie générale, des mesures spécifiques doi-
vent étre prises pour prévenir une déshydrata-
tion, une hypoxie, une acidose et une infection.
La sédation profonde en IV sera évitée.
L'oxymetrie permet de reconnaitre la survenue
d’une acidose respiratoire et d’une hypoxie [2].

Les précautions en chirurgie buccale sont liées
aux risques infectieux et imposent d’une part la
recherche systématique des foyers infectieux et
d’autre part une antibioprophylaxie opéra-
toire[2]. Le protocole conseillé par Sanservere et
coll. [6] est un protocole per os : pénicilline : 2 g,
1 h avant Iintervention et 1 g, 6 h apres l'inter-
vention ; en cas d’allergie a la pénicilline : clin-
damycine 300 mg per os 1 h avant I'intervention
et 150 mg, 6 h apres I'intervention. Une transfu-
sion sanguine n’est généralement pas néces-
saire pour la chirurgie buccale mais, en pré-
sence d’une anémie chronique sévére, on doit
s’efforcer de ramener le taux d'Hb a
10g.100ml* [2],

Observation clinique

La présence d'un kyste osseux solitaire en
dehors de tout antécédent de traumatisme peut
s’expliquer par la prédisposition de ces sujets a
développer des infarctus osseux [2:3]. La pré-
sence d’un kyste osseux solitaire en rapport
avec des apex dentaires est fréquente et le site
maxillo-facial de prédilection est mandibulaire
postérieur [14] ; seuls 2 % de ces pseudokystes
sont retrouvés dans le maxillaire [15]. Un trouble
de la sensibilité, voire une absence de sensibi-
lité des dents concernées, est parfois observé,
ce qui peut le faire confondre avec un kyste
inflammatoire radiculo-dentaire [16.17], Le cas
présenté répond a trois (1, 3 et 4) des quatre cri-
téres cliniques de la définition des kystes
osseux solitaires proposée par Rushton (1946)
[18] : (1) cavité osseuse solitaire sans revétement
épithélial (2) absence de signes apparents d’in-
fection (3) contenu liquidien sans tissu de gra-
nulation et (4) présence de parois osseuses.
Ces criteres de définition doivent étre révisés
puisque les kystes osseux solitaires peuvent
bien gu’exceptionnellement, étre symptoma-
tiques (cedéme, douleur, paresthésie) [14, 19-22],
Bien que la voie d’abord palatine de la chirurgie
apicale soit parfois indiquée (lésion touchant
Iincisive latérale en I'absence de signes d’appel
vestibulaire) afin d’éviter une tunnélisation
osseuse [23], la taille de cette Iésion a fait choi-
sir la voie d’abord vestibulaire. La simple ouver-
ture de la cavité complétée du parage de la
cavité est le traitement le plus communément
admis [14.17.24,25] | a qualité du scellement api-
cal et la valeur stratégique des dents concer-
nées ont fait opté pour un traitement conserva-
teur sans résection apicale [26l. Le trés bon
pronostic de ces lésions, apres une durée
moyenne de consolidation osseuse de 12 mois
[27], est confirmé par ce cas clinique. Les kystes
osseux solitaires récidivants, nécessitant une
seconde intervention, sont exceptionnels [16,28],

Hypotheses étiopathogéniques du
kyste osseux solitaire et de son asso-
ciation avec la drépanocytose

L’étiologie des kystes osseux solitaires n’est a
ce jour pas connue. Parmi les théories propo-
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sées, la théorie traumatique est la plus souvent
retenue [19.25], Selon cette théorie, un trauma-
tisme ancien sur un os spongieux entouré d’os
cortical entrainerait la formation d’un hématome
intra-osseux qui pourrait donner naissance a
une cavité vide. Or cette notion de traumatisme
n’est retrouvée que dans 27 % a 50 % des cas
[14.28], Certaines hypothéses envisagent un
trouble dystrophique (association avec la dys-
plasie osseuse floride ou avec une pathologie
de développement), un processus dégénératif
[29.30] ou une perturbation du flux sanguin [311,
La théorie du processus dégénératif est étayée
par les résultats histologiques de I'étude de
Beasley (n=30 cas) [14],

L’examen des tissus mous recueillis dans la
cavité révele un tissu fiboromyxomateux dans les
zones de lyse osseuse. La présence de débris
cellulaires en I'absence de tout tissu organisé
semble confirmer cette thése dégénérative.
D’autres théories font intervenir (1) une infection
de bas grade (2) des anomalies vasculaires
intra-osseuses (3) la dégénérescence de
tumeurs intra-osseuses ou (4) une altération
locale du métabolisme osseux [32].

Chez les sujets atteints d’une drépanocytose,
I’étiopathogénie ou kyste osseux solitaire
semble due a un un phénomene ischémique,
éventuellement favorisé par une infection
locale, et qui évolue parfois vers une ostéoné-
crose. Les kystes solitaires peuvent toucher
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