Cas clinique

Syndrome d’Eagle : a propos d’un cas
avec calcifications multiples

Eagle’s syndrome: a case report with multiples calcifications
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RESUME

Le syndrome d’Eagle est un ensemble de signes cliniques et radiologiques en rapport avec une calcification
du ligament stylo-hyoidien. Les auteurs rapportent un cas de syndrome d’Eagle stylo-hyoidien ayant la par-
ticularité d’étre associé a une calcification thyro-hyoidienne. L'intérét de la radiographie panoramique est rap-
pelé : dans ce cas, il a permis d’orienter rapidement le diagnostic dans un tableau algique non spécifique car
les calcifications stylo-hyoidiennes étaient facilement décelables sur ce type cliché, utilisé en premiére inten-
tion en pratique clinique. Med Buccale Chir Buccale 2008; 14 : 97-102.
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SUMMARY

Eagle’s syndrome charaterized by a summation of clinical and radiological signs in relation with stylohyoid ligament
calcification. We reported a particular case of Eagle’s syndrome witch present an extensive calcification to the thy-
rohyoid ligament. Panoramic radiograph is the exam witch permit diagnosis whereas clinicals signs are not spe-
cific. In this case in fact stylohyoid calcifications are easily detectables on this first intention radiograph. Med Buccale
Chir Buccale 2008; 14 : 97-102.
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Le syndrome d’Eagle '], connu sous le nom de
syndrome de la longue styloide, syndrome stylo-
hyoidien ou angine styloidienne de Garel, est un
ensemble de signes cliniques en rapport avec une
calcification du ligament stylo-hyoidien. Le tableau
clinique est variable et le diagnostic est essen-
tiellement basé sur la présence d’un syndrome
algique cervico-facial, de type migraineux, aug-
mentant lors des mouvements de mastication, de
déglution et de rotation de la téte.

Eagle I a décrit deux formes algiques. La forme
stylo-hyoidienne est caractérisée par des douleurs
oro-faciales, une sensation de corps étranger dans
la région de la loge amygdalienne avec irritation
de la paroi latéro-pharyngée homolatérale. Dans
la plupart des cas, cette douleur apparait apres
amygdalectomie. La forme stylo-carotidienne se
traduit par des douleurs cervicales liées a I'irrita-
tion des fibres nerveuses sympathiques caroti-
diennes provoquée par le frottement du ligament
stylo-hyoidien calcifié. Dans cette forme, aucun
antécédent chirurgical n’est rapporté.

Le diagnostic ne sera posé qu’aprés élimination
des autres causes de douleurs cervicales par
I’'anamnese, le bilan clinique, et I'imagerie qui met
généralement en évidence une élongation du pro-
cessus styloide, accompagnée d’une calcifica-
tion stylo-hyoidienne plus ou moins importante.

OBSERVATION

Un patient de 41 ans a consulté pour une cervical-
gie gauche spontanée et a la déglutition, fluctuante,
évoluant depuis quatre ans par poussées de
quelques jours a quelques semaines. Parmi les
antécédents chirurgicaux on notait une subman-
dibulectomie en 2003 pour une sialadénite chro-
nique, mais aucun examen anatomopathologique
n'a été réalisé.

[examen révélait une masse indurée dans le plan-
cher buccal postéro-latéral gauche, au contact de
la face interne de I'angle mandibulaire gauche, évo-
quant une calcification profonde du bouquet de
Riollan. La palpation provoquait une douleur, iden-
tique a celle ressentie par le patient lors des épi-
sodes douloureux, qui irradiait vers le plancher
buccal et la région cervicale homolatérale. L’examen

de I'oropharynx, la nasofibroscopie et la palpation
des aires ganglionnaires cervicales étaient normaux.
La cicatrice de la voie d’abord chirurgicale pour la
submandibulectomie était encore visible.
’orthopantomogramme (Fig. 1) a mis en évidence
une élongation du processus styloide ainsi qu’une
calcification du ligament stylo-hyoidien gauches. Le
CT-scan cervico-facial (Fig. 2) montrait les rapports
étroits existant entre le ligament stylo-hyoidien cal-
cifié, la paroi latéro-pharyngée et le plancher buc-
cal gauches.

Le diagnostic de syndrome d’Eagle fut évoqué et
I'indication d’une cervicotomie exploratrice avec
exérese du ligament calcifié sous anesthésie géné-
rale fut proposée.

Pendant I'intervention, le chirurgien réalisa I'exérese
de la calcification styloidienne, acérée, accolée a la
paroi profonde des muscles constricteurs du pha-
rynx (Fig. 3), et de la grande aile de I'os hyoide qui
était calcifiée et soudée a un prolongement du car-
tilage thyroide (Fig. 3). Une reconstitution schéma-
tique des pieces anatomiques fut réalisée par le
chirurgien en fin d’intervention (Fig. 4). Les résultats
de I’examen anatomo-pathologique confirmerent
la nature osseuse des pieces opératoires.

Le diagnostic de syndrome de Eagle associé a une
calcification thyro-hyoidienne fut posé. Lors des
examens de contrble post-opératoires, on notait
qu’a J15 les douleurs avaient disparu et qu’il per-
sistait une géne légere qui avait totalement régressé
a J4b.

Figure 1 : Sur la rad/iographie panoramique, les pro-
cessus styloides sont asymétriques, les ligaments
stylo-hyoidien et thyro-hyoidien gauches bien visibles.
Panoramic radiograph: assymetric styloid processes,
visible stylhyoid and thyrohyoid ligaments on the left.
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Figure 2: Sur le CT-scan, les coupes sagittale (& gauche) et axiale (a droite) permet d’apprécier le volume de la cal-
cification stylo-hyoidienne.
Sagital and axial CT-scan showing the stylhyoid calcification volume.
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Figure 3 : Vues per-opératoires montrant, a gauche, I’élongation du processus styloide, a droite le ligament thyro-
hyoidien calcifié.
On the left: the elongated styloid process, on the right calcified thyrohyoid ligament.

Figure 4 : Orientation des piéces opératoires sur une reconstitution schématique de la région anatomique.
Operative view orientation on a shematic reconstituting.
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COMMENTAIRES

Eagle a décrit en 1937 les deux premiers cas ['. Plus
tard, quelques cas isolés ou des séries limitées ont
été publiés. Ce syndrome semble plus fréquent qu’il
n’est décrit 2. Quatre pour cent de la population
aurait une élongation du processus styloide mais
seulement 4 a 10 % de ces patients présentent une
symptomatologie . Ce syndrome est plus fré-
quemment décrit chez les femmes, mais aucune
différence dans I'incidence des élongations styloi-
diennes n’existe entre les deux sexes .
Embryologiquement, le processus styloide, le liga-
ment et le muscle stylo-hyoidiens, la petite corne
et la partie supérieure du corps de I’os hyoide
dérivent du 2¢ arc branchial, alors que la grande
corne, la partie inférieure du corps et le muscle
stylo-pharyngien dérivent du 3¢ arc branchial 1.
Les noyaux d’ossification sont différents pour cha-
cune de ces structures. L’ossification débute au
5e mois de la vie foetale, de sorte que ces struc-
tures sont présentes a la naissance.

Plusieurs hypothéses ont été proposées concer-
nant I’élongation du processus styloide et I'ossi-
fication du ligament stylo-hyoidien. Pour Murtagh
et coll. 19, il s’agirait soit d’une élongation d’ori-
gine congénitale avec persistance du cartilage de
la matrice cartilagineuse, précurseur du proces-
sus styloide, soit d’une calcification du ligament
styloidien selon un processus inconnu, ou peut
étre par croissance de I'os dans la région de I'in-
sertion du ligament stylo-hyoidien. Pour Kurmann
et coll., il s’agirait plutét d’'une ossification du liga-
ment stylo-hyoidien liée a un processus de vieillis-
sement avec perte de mobilité passive ou une
enthésopathie mécanique. L’ ossification pourrait
aussi étre secondaire a des modifications de la
mobilité de I'os hyoide ou de I'activité des muscles
impliqués dans la déglutition secondaires a une
discopathie cervicale. Une origine inflammatoire a
aussi été proposée. D’autres auteurs [':2.8 retrou-
vent des antécédents de tonsillectomie ou des
traumatismes chirurgicaux ou accidentels inté-
ressant cette région anatomique.

Cliniquement, les symptomes consistent géné-
ralement en des douleurs pharyngées lors de la
déglutition ou de la rotation de la téte, associées
a des spasmes musculaires 2.3.6-10],

Eagle décrit deux types de syndrome algique en
fonction des structures anatomiques concernées :
¢ |a forme stylo-hyoidienne se traduit par des dou-
leurs orofaciales unilatérales avec sensation de
corps étranger dans la région amygdalienne homo-
latérale, dues a une irritation de la paroi latéro-pha-
ryngée.

e | a forme stylo-carotidienne se manifeste par des
douleurs cervicales vagues, a type de migraines,
irradiant de maniere inconstante vers les régions
temporales, pariétales et orbitaires.

Dans les deux cas, il peut s’agir d’une irritation des
structures vasculaires (carotide interne et veine
jugulaire) ou de lésions neurologiques (nerfs glosso-
pharyngien, grand hypoglosse, vague ou acces-
soire) de voisinage. Le patient se plaint de
dysphagie, d’une impression de grosseur dans la
gorge "], d’'une douleur lancinante dans I'oreille et
la région rétro-mandibulaire 1.

Des symptomes rhumatologiques sont rapportés
dans moins de 10 % des cas [ et une discopathie
cervicale dans 15 % des cas ['4. Les symptémes
peuvent étre corrélés a différents mécanismes phy-
siopathologiques. Plusieurs hypothéses ont été
évoqueées [2.3.7.8.13];

e Fracture d’origine traumatique du processus sty-
loide ou malformation de la base du créne res-
ponsable de douleurs styloidiennes par dislocation
de 'apophyse styloide ['4, avec prolifération d’un
tissu de granulation entrainant la compression des
structures de voisinage par diminution de I'espace
maxillo-pharyngo-vertébral ou une irritation de la
paroi latéro-pharyngée.

e Compression des nerfs du voisinage : glosso-
pharyngien (IX), branche basse du trijumeau (V3),
corde du tympan (VII bis).

¢ Modification dégénérative ou inflammatoire de
I’insertion tendineuse du muscle stylo-hyoidien.

¢ |rritation de la muqueuse pharyngée par une cica-
trice d’amygdalectomie (peut concerner les
nerfs V, VI, IX et X).

® Pincement du paquet vasculo-nerveux caroti-
dien avec irritation du nerf sympathique.

Chez ce patient, la symptomatologie correspon-
dait a un syndrome d’Eagle, de type stylo-hyoidien,
sans antécédent d’amygdalectomie mais une sub-
mandibulectomie, dont I'indication n’a pas pu étre
établie, avait été réalisée quatre ans auparavant.
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La symptomatologie algique intéressant la loge
submandibulaire pouvait faire évoquer le dia-
gnostic de sialadénite, mais elle était déja peut
étre due a la calcification du ligament stylo-hyoi-
dien et non a une atteinte de la glande subman-
dibulaire. En I’absence de compte-rendu
anatomopathologique, le diagnostic de sialite
chronique peut étre discuté. Il est possible d’en-
visager qu’il existait déja une calcification stylo-
hyoidienne responsable des douleurs. Le
traumatisme lié a la submandibulectomie pourrait
étre a I'origine de la seconde calcification (thyro-
hyoidienne) en entretenant le processus inflam-
matoire de remaniement de I'os hyoide secondaire
a la calcification du ligament stylo-hyoidien.

La longueur habituelle du processus styloide ne
dépasse pas 2,5 cm 4 7.11.12_Un syndrome d’Eagle
peut étre évoqué au-dela de cette limite, bien
qu’une ossification du ligament stylo-hyoidien sur
5 cm ou plus puisse rester asymptomatique. Sur
la piece d’exérese chirurgicale, la calcification
mesurait 4,5 cm. Toutefois, I’élongation de la sty-
loide n’est pas un facteur déterminant dans le dia-
gnostic. C’est I'association des paramétres
longueur, angulation médiale, angulation antérieure
du processus styloide qui semble déterminante
dans la symptomatologie du syndrome d’Eagle ¥.
Le bilan d’imagerie a, en général, pour but d’ex-
clure les autres étiologies pouvant expliquer les
douleurs rapportées par le patient. La découverte
d’une élongation styloidienne est souvent fortuite
lors d’une radiographie panoramique ou d’un cli-
ché de profil Bl. Le CT-scan (avec ou sans recons-
titution tridimensionnelle) permet de visualiser la
calcification et ses rapports anatomiques et de pré-
parer I’abord chirurgical 3. 6. 151, Aucun examen
radiographique antérieur n’ayant été retrouvé, il
n’est pas possible de savoir s’il s’agissait d’'une
anomalie congénitale devenue symptomatique ou
d’une ossification survenue ultérieurement. Lors
de la consultation pour des douleurs décrites par
le patient, une radiographie panoramique et un CT-
scan ont été prescrits. Ces examens ont mis en
évidence une élongation du processus styloide et
une calcification stylo-hyoidienne importantes.
Le diagnostic du syndrome d’Eagle repose sur I'ex-
clusion des autres causes de douleurs cervicales
dont les manifestations se superposent plus ou

moins a celles de ce syndrome, notamment les
pathologies oro-pharyngées et maxillo-faciales :
douleurs de 'articulation temporo-mandibulaire '],
névralgies craniennes 18, compression de fibres
nerveuses par une tumeur [, inflammation chro-
nique de la région oro-pharyngée, tumeurs du pha-
rynx ou de la base de la langue '], tumeurs des
fibres nerveuses associées a une contraction chro-
nique du muscle stylo-pharyngien.

La prise en charge préconisée par la majorité des
auteurs [2.6.8.9 gssocie traitements médical et chi-
rurgicale. Le traitement médical est essentielle-
ment symptomatique et consiste a rassurer le
patient, soulager les douleurs en prescrivant des
antalgiques et des anti-inflammatoires non stéroi-
diens, voire des injections de corticoides dans la
zone douloureuse '8, Le traitement chirurgical
nécessite la résection des calcifications stylo-hyoi-
diennes. La voie d’abord varie selon les auteurs.
Eagle a choisi I’'abord trans-pharyngien par voie
buccale "9, Cette technique est simple, permet
d’éviter les cicatrices cutanées, mais la visibilité
du site opératoire est limitée et le risque de cellu-
lite cervicale important 1'% 20, De nombreux
auteurs!®.8.19.20] préferent I’abord exo-buccal par
cervicotomie qui permet une bonne visibilité du
site opératoire et diminue le risque de cellulite post-
opératoire. C’est le choix qui a été fait dans ce cas
afin d’avoir accés a I'ensemble du complexe stylo-
hyoidien.

CONCLUSION

Le syndrome d’Eagle est une pathologie rare qui
touche moins de 10 % des patients présentant une
élongation styloidienne retrouvée dans 4 % de la
population. Le tableau clinique est peu spécifique:
il peut entrainer parfois des errances diagnostiques
favorisées par la méconnaissance de la patholo-
gie et la multiplicité des diagnostics différentiels.
Il est important que cette pathologie soit connue
de I'odonto-stomatologiste, qui peut la suspecter
a ’'anamnese et I’examen clinique, et la confirmer
par la mise en évidence d’une élongation styloi-
dienne sur un cliché panoramique.
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