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Pseudo-kyste anévrysmal mandibulaire associ
a 'anémie falciforme

Anevrysmal bone cyst of the mandible associated with sickle-cell anemia

FARID MOHAMED AMER-OUALI", YVES BOIVIN?, JULIEN EDOUARD GHANNOUM?®

RESUME

L’anémie falciforme (drépanocytose) est une maladie héréditaire chronique qui s’accompagne souvent de
crises aigués vaso-occlusives et hémolytiques. Elle peut comporter plusieurs manifestations buccales, les
plus fréquentes étant constituées par des paresthésies, des nécroses pulpaires ou une ostéomyélite. Quelques
cas d’ostéolyse induite par une prolifération médullaires et de cavités pseudo-kystiques ont été rapportés
dans les maxillaires. Une observation de pseudo-kyste anévrysmal mandibulaire chez une patiente atteinte
d’anémie falciforme est présentée dans cet article. (Med Buccale Chir Buccale 2009 ; 15: 209-212).

mots clés: anémie falciforme, os, mandibule, kyste anévrismal, pseudo-kyste, infarctus osseux, nécrose avas-
culaire

SUMMARY

Sickle cell anemia (drepanocytosis) is a chronic hereditary disease which may result in acute vaso-occlusive and
hemolytic crises. It may be associated with numerous oral manifestations, the most common of which are pares-
thesia, pulpal necrosis and osteomyelitis. Cases of medullary bone defects and pseudo-cystic cavities involving
the maxillaries have been reported. A case of aneurysmal bone cyst of the mandible in a patient with sickle cell
anemia is reported. (Med Buccale Chir Buccale 2009 ; 15: 209-212).
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L’anémie falciforme est due a une anomalie des
érythrocytes secondaire a une mutation touchant
la structure moléculaire de 'hémoglobine. Le géne
responsable de cette mutation génétique se
retrouve surtout chez les sujets d’origine médi-
terranéenne ou de race noire. Il s’agit d’'une mala-
die héréditaire, a transmission autosomique
récessive. Sa pathogenese est associée a la syn-
these d’une chaine anormale d’hémoglobine I'hé-
moglobine S (Hb S), due a la substitution d’un
acide glutamique par une valine dans la chaine
globine .2, Ce changement dans la molécule
d’hémoglobine confere aux érythrocytes une
forme en faucille lors de sa désaturation en oxy-
gene ; ceci entraine une hyperviscosité du sang,
et subséquemment des phénomeénes vaso-occlu-
sifs.

Les signes et symptémes cliniques les plus fré-
quents observés dans cette maladie sont I'as-
thénie, une dyspnée a I’effort, une tachycardie,
des troubles rétiniens, une susceptibilité accrue
aux infections, des ulcéres cutanés sur les
membres inférieurs, ainsi qu’un retard du crois-
sance 3], Les phénoménes micro-emboliques ou
vaso-occlusifs sont responsables de crises dou-
loureuses aigués dont la durée varie de quelques
heures a quelques semaines. lls favorisent les
nécroses ischémiques de la téte du fémur [4-6],
D’autre part, I'anémie falciforme, ainsi que
d’autres anémies chroniques, peuvent étre res-
ponsables de lésions ostéoporotiques dans la
mandibule [ ; elles sont secondaires a I’hyper-
plasie médullaire. Ces lésions sont de taille
variable et plus ou moins bien délimités. Elles ont
une prédilection pour la mandibule et peuvent
constituer la seule traduction radiologique 8 de
I’anémie falciforme.

Par ailleurs, I’anémie falciforme peut entrainer
d’autres complications buccales 1 : paresthésies
temporaires du nerf alvéolaire inférieur 11011,
nécrose pulpaire asymptomatique 12, ostéomyé-
lite 13.141, .. Cette derniére, bien que plus fréquente
dans les os longs, peut également toucher les
maxillaires; elle est probablement due a une sur-
infection d’une Iésion ischémique ou ostéoporo-
tique. Shroyer et al. [l ont rapporté six cas
d’ostémomyélite mandibulaire chez des patients
atteints d’anémie falciforme ['¢l, lIs ont émis I’hy-

pothése que les foyers d’ostéomyélite peuvent
survenir apres une ischémie tissulaire déclenchée
par une crise drépanocytaire ultérieurement sur-
infectée, ou sur une infection pré-existante exa-
cerbée par une crise drépanocytaire.

Ces anomalies circulatoires combinées a des fac-
teurs locaux '7! (traumatisme, infection de bas
grade, anomalies vasculaires intra-osseuses, alté-
ration locale du métabolisme osseux...) peuvent
entrainer la formation de cavités osseuses,
comme un pseudo-kyste anévrysmal (‘aneurys-
mal bone cyst’ ou 'simple bone cyst’). Ces cavi-
tés osseuses sont dépourvues de paroi kystique
et peuvent contenir un liquide ou étre vides.
Dans une revue de littérature comportant 44 cas
de kystes solitaires des maxillaires '8, Copete et
al. ont déterminé que le site de prédilection était
la région postérieure de la mandibule. Les auteurs
ont classés les kystes selon leur morphologie:
43 % des cas ont une forme conique, 16 % une
forme ovale, 16 % une forme irréguliere, 4 % une
forme ronde.

HISTOIRE DU CAS

Une patiente de race noire, agée de 42 ans s’est
présentée d’urgence, ayant comme plainte prin-
cipale des douleurs abdominales et une enflure
du coté gauche du visage. La patiente était afé-
brile. L’histoire médicale pertinente inclut une ané-
mie falciforme diagnostiquée il y a quelques
années et pour laquelle la patiente n’était pas
régulierement suivie.

L’examen extra-oral a révélé une enflure marquée
du coté gauche du visage, accompagnée d’un
trismus permettant seulement 15 millimetres d’ou-
verture maximale. Aucune adénopathie cervicale
n’avait été détectée. A la palpation, la branche
montante gauche était sensible. Le niveau d’hy-
giéne buccale était adéquat. Il n’y avait aucune
évidence de périodontite active, et on notait une
absence de restaurations dentaires. La dent 38
était non-vitale (ne répondant pas au test d’élec-
trostimulation). Par ailleurs, I'examen clinique était
dans les limites de la normale.

La radiographie panoramique a révélé une lésion
radiolucide uniloculaire dans la branche montante
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Figure 1 : Radiographie panoramique montrant une Iésion ostéolytique dans la ramus gauche de la mandibule, mesu-

rant 44 x 23 mm.

Panoramic x-ray showing an osteolytic lesion in the left mandible ramus, measuring 44 x 23 mm.

gauche d’une dimension de 44 x 23 mm (Fig. 1).
L’aspect trabéculaire ostéoporotique est carac-
téristique de patients atteint d’anémie chronique.
Par ailleurs, on note une lésion lytique au distal

Figure 2 : Le Scan montre une Iésion ostéolytique bien
délimitée, d’aspect kystique, soufflant la corticale
externe.

The Scan shows an osteolytic lesion, with good limits,
repulsing the bone.

de la dent 38 dont le diagnostic préliminaire était
celui d’un kyste odontogeéne inflammatoire. Une
ponction de la Iésion mandibulaire par approche
intra-orale a permis de recueillir quelques milli-
litres de liquide séreux de couleur brunétre.

Un scan a démontré la présence d’une cavité
intra-osseuse dans le ramus mandibulaire gauche
(Fig. 2). A ce point dans I’investigation, un dia-
gnostic différentiel de pseudo-kyste anévrysmal
(aneurysmal bone cyst) versus un pseudo-kyste
simple (« traumatic bone cyst » ou « simple bone
cyst ») Le diagnostic de kératokyste odontogene
ou d’amélobastome semblait peu probable.
Une intervention chirurgicale exploratrice a été
réalisée sous anesthésie locale. Aprés une inci-
sion intra-buccale dans la région de la branche
montante gauche, on a découvert une lyse
osseuse importante se traduisant par une cavité
réguliere. Il n’y avait pas de paroi kystique de type
épithélial, ni de matériel intra-luminal. La péri-
phérie de la cavité était formée par de I'os corti-
cal ; le nerf alvéolaire inférieur n’était pas déplacé,
ni fixé aux parois de la cavité. Un curetage conser-
vateur des parois de la cavité a été réalisé. Deux
fragments tissulaires ont été prélevés pour exa-
men histopathologique, dont un dans la région
distale a la 38.

médecine
buccale
chirurgie
buccale

voL. 15,N° 4
2009

page 211



F. Amer-Ouali et coll.

médecine
buccale
chirurgie
buccale

voL. 15, N° 4
2009

page 212

L’examen histopatologique a révélé la présence
de tissu ostéomédullaire avec néoformation
osseuse, sans atypies cellulaires. Le prélevement
était dépourvu d’anomalies significatives et ne
présentait aucun élément caractéristique d’'une
néoplasie, d’un kyste inflammatoire ou d’un foyer
d’hématopoiése. L’ensemble des données cli-
niques, radiologiques et histopathologiques
(absence de paroi kystique) oriente vers le dia-
gnostic de pseudo-kyste anévrysmal. Huit mois
apres l'intervention chirurgicale, la patiente ne
présente aucune complication.

La prise en charge en chirurgie buccale d’un
patient atteint d’une anémie falciforme nécessite
des précautions pré et per-opératoires.
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