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) Introduction

1. Anatomie de la machoire

La méachoire est composée de deux os : 'os maxillaire qui constitue la partie
supérieure et 'os mandibulaire qui constitue la partie inférieure s’articulant entre eux

par I'intermédiaire de l'articulé dentaire (Figure 1) (1).

Figure 1 — Anatomie de la machoire. A: Machoire de face. B: Machoire de profil. 1: mandibule,
2: maxillaire, 3: 0s zygomatique, 4: os temporal, 5: orifice piriforme, 6: fosse infra-temporale

a) L’'os mandibulaire

L’'os mandibulaire, os plat et mobile, est situé a I'étage inférieur de la face, et
constitue a lui seul le massif facial inférieur. Sa portion dentée comprend la symphyse
et le corps mandibulaire, sa portion non dentée comprend I'angle, la branche montante
ou ramus, et se termine par le condyle en arriére et le processus coronoide en avant
(Figure 2).

La mandibule s’articule par son condyle a I'os temporal formant ainsi I'articulation

temporo-mandibulaire, articulation bi-condylienne a ménisque interposé (2).




Un orifice a la face antérieure et vestibulaire du corps de la mandibule, appelé
foramen mentonnier, voit sortir le nerf alvéolaire inférieur, branche du nerf trijumeau

(Veéme paire cranienne).

Figure 2 — Os mandibulaire et maxillaire. A: Os mandibulaire vu de % gauche. B : Massif facial
moyen vu de face. 1 : symphyse, 2: corps, 3: angle, 4: branche montante ou ramus, 5: processus
coronoide, 6: condyle, 7: foramen mentonnier, 8: os maxillaire, 9: foramen infra-orbitaire, 10: 0s
zygomatique.

b) L’os maxillaire

Il est situé a I'étage moyen de la face et constitue la partie antérieure du massif
facial moyen. Les os maxillaires se rejoignent pour former [lorifice piriforme,
latéralement se trouve I'os zygomatique (anciennement os malaire) en continuité avec
le processus zygomatique de I'os temporal (Figures 1 et 2).

A sa partie supérieure, sous le plancher de l'orbite, se trouve le foramen infra-
orbitaire d’ou émerge le nerf infra-orbitaire, également branche du nerf trijumeau

(Veéme paire cranienne).
¢) Innervation
L’innervation motrice de la face est assurée en quasi-totalité par le nerf facial

(VIléme paire cranienne), 'innervation sensitive est assurée presque exclusivement par

le nerf trjumeau (Veme paire cranienne).



Le nerf trijumeau est a la fois moteur et sensitif, ses fibres motrices proviennent
des noyaux du pont et ses fibres sensitives se terminent dans le ganglion trigéminé. Il se
divise en trois branches : la branche ophtalmique V1, la branche maxillaire V2 et la
branche mandibulaire V3.

La branche maxillaire V2 se divise en plusieurs branches dont le nerf infra-
orbitaire qui sort de I'os maxillaire par le foramen infra-orbitaire (Figure 3). Il recoit les
informations sensitives venant des dents supérieures, de la partie supérieure de la joue,
de la lévre supérieure, de la paupiére inférieure et des muqueuses buccale, nasale et

sinusienne.

Figure 3 — Innervation de la machoire. A: Emergence du nerf alvéolaire inférieur par le foramen
mentonnier. B : Emergence du nerf infra-orbitaire par le foramen infra-orbitaire.

La branche mandibulaire V3 innerve la mandibule, [l'articulation temporo-
mandibulaire, la peau de la tempe, de la joue, de la levre inférieure et du menton, les
dents inférieures, les muscles masticateurs et les muqueuses du plancher buccal. Elle
se divise en plusieurs rameaux nerveux dont le nerf alvéolaire inférieur qui chemine au
sein de 'os trabéculaire de la mandibule par le canal mandibulaire et sort par le foramen
mentonnier a la face antéro-externe de la mandibule (Figure 3) (3). Au sein du canal
mandibulaire, le nerf est accompagné de I'artére et de la veine alvéolaires inférieures.

L’innervation de la région angulo-mandibulaire est assurée par le plexus cervical.
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2. Microbiologie buccale

La cavité buccale est constituée de divers tissus, chacun colonisé par de
nombreuses bactéries constituant la flore commensale ou microbiote buccal. La
proportion de chaque espéce de bactérie varie d’un tissu a l'autre (4) en fonction de
facteurs tels que le pH, le taux doxygéne, la température, ou le potentiel
d’oxydoréduction, créant ainsi un microenvironnement propre a chacun des tissus au
sein de la méme cavité buccale.

Le microbiome buccal comprend plusieurs groupes d’organismes dont les
bactéries (largement prédominantes), les levures, et les virus. Les espéeces recouvrant
les surfaces tissulaires forment un biofilm, dont I'équilibre et la symbiose sont essentiels
pour la santé bucco-dentaire. Chaque individu possede un microbiote unique et variable
dans le temps (5), composée de 500 a 700 especes bactériennes dont 50% a 60%
seraient cultivables (6). La flore bactérienne résidente joue un rdle de barriére contre les

agressions extérieures et contribue au bon déroulement de la nutrition.

La flore est composée de bactéries aérobies (Streptococcus, Neisseria,
Capnocytophaga...) et anaérobies (Fusobacterium, Veillonella, Actinomyces,
Prevotella...), et de levures (Candida). La famille des Streptocoques est la plus
représentée : streptocoques B, streptocoques non hémolytiques, streptocoques du
groupe mitis (S. mitis, S. oralis, S. gordoni, S. sanguis), du groupe déficient (Abiotrophia
defectiva), du groupe milleri (S. anginosus, S. constellatus, S. intermedius), et du groupe
salivarius (S. salivarius).

Aas et al. (4) ont montré que les especes composant le biofilm a la surface des
dents étaient de maniére prédominante des Streptocoques (Streptococcus sp., S.

sanguinis, S. gordonii, Abiotrophia defectiva) ainsi que Actinomyces spp. (Annexe 1).

Certaines des bactéries citées ci-dessus ont été incriminées dans plusieurs
pathologies de la cavité buccale (7,8), ainsi que dans des pathologies infectieuses
systémiques telles que les endocardites (9), ou les ostéomyélites de I'enfant.

Il existe un équilibre entre les différentes espéces bactériennes de la cavité
buccale, propre a chaque individu, assurant le bon fonctionnement de celle-ci. Un
déséquilibre du microbiome buccal, aussi appelé dysbiose, sera pourvoyeur de

pathologies buccales. Par exemple, la flore supra-gingivale est majoritairement



représentée par les bactéries aérobies pouvant altérer I'émail, et la flore sous-gingivale
est constituée de bactéries anaérobies pouvant attaquer le parodonte. Ainsi, un
déséquilibre d’'une flore au dépend de l'autre pourra entrainer soit une carie soit une
parodontite.

Certaines conditions locales ou systémiques alterent cet équilibre telles qu’une
mauvaise hygiéne bucco-dentaire, un changement hormonal, une Iésion de la
muqueuse buccale, des carences nutritionnelles, un nouveau meédicament, ou une
immunodépression (diabéte, chimiothérapie, radiothérapie, ...) ; les bactéries peuvent
alors se comporter en agent pathogene et entrainer des infections bucco-dentaires

jusqu’a l'ostéite.

3. L’ostéomyeélite de la machoire

Décrite pour la premiére fois en 1955 par Pell et al. (10), 'ostéomyélite de la
machoire est une pathologie rare et de diagnostic difficile. En effet, dans la littérature
elle est référencée sous de nombreuses dénominations et classifications (Figure 4).
Pendant longtemps, le terme « ostéomyélite » regroupait plusieurs entités
nosologiques.

Les termes « aigu » et « chronique » étaient souvent utilisés selon la sévérité des
symptémes initiaux et non pour indiquer une durée. Ainsi les ostéomyélites sans
écoulement ni abcés étaient classées comme chroniques d’emblée sans distinguer une
origine infectieuse ou inflammatoire (11).

Le terme «focal » était généralement employé pour parler des foyers de
condensation péri-apicaux secondaires a une infection a point de départ dentaire et le
terme « diffus » impliquait une sclérose plus diffuse et une étiologie inflammatoire.
Cependant, une condensation focale en rapport avec un foyer infectieux peut s’étendre
largement si I'infection n’est pas traitée, ces deux termes ne sont donc pas appropriés

non plus pour une classification étiologique (11).



1. Ostéomyélite
Phase aigué
Phase chronique

2. Ostéomyélite suppurative
Ostéomyeélite sclérosante chronique
Focale
Diffuse

Ostéomyélite avec périostite

3. Ostéomyélite suppurative aigué
Ostéomyélite suppurative chronique
Ostéomyélite sclérosante chronique focale
Ostéomyélite sclérosante chronique diffuse

4. Ostéomyélite suppurative aigué
Ostéomyélite suppurative chronique
Ostéomyélite sclérosante chronique diffuse
Ostéomyélite chronique avec périostite proliférative

5. Ostéomyélite aigué
Ostéomyélite hématogene
Ostéomyélite sclérosante chronique
Ostéomyélite de Garré

6. Ostéomyélite suppurative
Ostéomyélite avec périostite
Ostéomyélite tuberculeuse
Ostéomyélite sclérosante

Focale
Diffuse

Figure 4. Classifications et dénominations existantes en 2005,
d’aprés Suei (11).

La classification en « ostéomyélite suppurative bactérienne » et « ostéomyélite
non suppurative inflammatoire » a également été beaucoup utilisée, mais la difficulté
dans certains cas de mettre en évidence un écoulement et la possibilité d’une
suppuration d’un sac parodontal dans les ostéomyélites non suppurative en fait une
classification imparfaite.

Suei et al. (11) proposent alors de classer les ostéomyélites de machoire en deux
groupes : bactériennes ou associées au syndrome SAPHO (Synovite, Acné, Pustulose,
Hyperostose, Ostéite) ; pour lui et son équipe les ostéomyélites non infectieuses font
donc exclusivement partie du Syndrome SAPHO (Annexe 2).

Toutes ces classifications ont cependant leurs limites et ne permettent pas de
bien appréhender toutes les facettes de cette pathologie. Au total, on peut distinguer
deux principales étiologies : l'ostéomyélite infectieuse classiquement suppurative et

'ostéomyélite aseptique inflammatoire dite sclérosante. Cette derniére reste cependant



référencée sous plusieurs termes dans la littérature : ostéomyélite sclérosante diffuse,
ostéomyélite chronique non bactérienne, ostéomyélite associée au syndrome SAPHO,
ostéomyélite chronique primitive. Distinguer le caractere septique ou aseptique de cette

pathologie reste difficile, entrainant un retard diagnostic et thérapeutique (12).

a) Clinique

L’ostéomyélite de la machoire se présente comme une tuméfaction douloureuse
en regard de la lésion, pouvant limiter I'ouverture buccale (12-16). Une Iésion
muqueuse, un écoulement intra-buccal ou une fistule cutanée peuvent étre présents et
sont évocateurs d’une étiologie infectieuse (17,18). En cas d’infection aigué d’extension
rapide, un abcés ou une cellulite faciale peuvent survenir (19). L’envahissement autour
du nerf alvéolaire inférieur dans le canal mandibulaire peut entrainer une
symptomatologie nerveuse sensitive dans son territoire d’innervation (12,14,20). Des
signes généraux peuvent étre présents tels qu’une fievre ou des adénopathies.

Lorsque l'ostéomyélite est d’origine inflammatoire, elle peut s’intégrer dans un
syndrome SAPHO et est associée a d’autres signes cliniques : arthrites, atteinte
rhumatologique axiale inflammatoire, ostéite aseptique d’autres localisations,

hyperostose, acné, pustulose palmo-plantaire (cf Partie | paragraphe 4).

b) Imagerie

Les imageries par rayons X sont les plus utilisées pour analyser les douleurs et
Iésions de la machoire. Jusqu'aux années 1980, seuls les panoramiques dentaires
étaient disponibles, puis se sont développées les imageries en coupe
(tomodensitométrie et cone beam). Les caractéristigues sémiologiques des lIésions
d’ostéomyeélite sont similaires entre le panoramique dentaire et les imageries en coupe,
mais I'analyse est plus fine et précise avec ces derniéres.

L’ostéomyélite d’origine infectieuse se présente comme une Iésion lytique avec
érosion corticale autour de laquelle peut se trouver une zone de condensation
meédullaire de taille et de densité variable. La Iésion lytique érode la corticale et s’étend
sans interruption dans les parties molles lorsqu’il existe une collection (Figure 5). Des
réactions périostées de type lamellaire peuvent étre présentes en regard de la zone

corticale érodée, et plus rarement des appositions périostées solides (16,18,21). Il existe



fréquemment des anomalies des parties molles, du simple épaississement a I'abcés ou
a la cellulite faciale.
L’évolution des Iésions dans le temps est un point important puisque 22% a 100%

d’entre elles se normalisent aprés traitement anti-infectieux adapté (17,18,20).

Figure 5 — Cone beam d’une ostéomyélite infectieuse de mandibule droite. A: Coupe axiale. B: Coupe frontale.
Ostéolyse (étoile) avec zone de condensation au contact (fleche creuse), érosion de la corticale (fleche pleine).

L’ostéomyeélite inflammatoire se présente comme une Iésion condensante,
sclérosante de 'os médullaire avec une dédifférenciation cortico-médullaire, au sein de
laguelle sont dispersées plusieurs zones d’ostéolyse (Figure 6). La condensation est
plus importante que dans les ostéomyélites infectieuses et augmente dans le temps
(16,22). Lorsque l'imagerie est réalisée trés tét dans I'histoire clinique I'ostéolyse peut
étre prédominante, rendant la distinction difficile avec I'ostéomyélite infectieuse
(16,22,23). Un épaississement des parties molles peut étre présent (24) , en revanche il
n'y a pas de collection, de fistule ou de séquestre osseux (17). Les appositions
périostées sont plus nombreuses et plus souvent solides que lamellaires, s’accumulant
au fur et a mesure des poussées inflammatoires (22,24) . L’aspect caractéristique est
I'hyperostose formée des couches successives d’appositions périostées solidifiées, non
retrouvée dans les ostéomyélites infectieuses (Figure 6). L’évolution se fait vers
'augmentation de la sclérose et I'hypertrophie osseuse, et non vers la normalisation
(16,17,22).
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Figure 6 — TDM d’une ostéomyélite aseptique de mandibule gauche. A: Coupe axiale. B: Coupe frontale.
Zones d’ostéolyse au sein de la sclérose diffuse. Appositions périostées unilamellaires (fleche pleine) et solides (fleche
creuse). Hyperostose de la mandibule gauche par rapport a la droite.

L’Imagerie par résonance magnétique (IRM) est moins fine dans I'analyse des
anomalies de la structure osseuse mais est utile pour 'analyse de la médullaire et des
parties molles. Les lésions osseuses sont en hyposignal en séquence T1, et en
hypersignal en séquence T2 et en STIR, et 'inflammation des parties molles adjacentes
apparait en hypersignal T2 et STIR (25). Une hypertrophie et un cedéme musculaire
étaient plus souvent retrouvés dans I'ostéomyélite aseptique par van de Meent et son
équipe (24). Il n’'y a pas assez d’études comparant les caractéristiques a I'lRM des
ostéomyélites infectieuses et aseptiques pour pouvoir recommander son indication

systématique dans I'’évaluation de Iésions de la machoire.

La scintigraphie osseuse montre une hyperfixation du foyer d’ostéomyélite qu’elle
soit infectieuse ou inflammatoire (26—29). Son intérét majeur dans cette pathologie est
la recherche d’une autre localisation d’ostéite permettant ainsi d’intégrer 'ostéomyeélite
de la machoire dans un syndrome SAPHO ou une ostéite chronique multifocale
récurrente (OCMR) (Figure 7).

Il Nexiste pas assez d’étude sur l'utilisation du TEP-TDM dans I'ostéomyélite de
la machoire pour pouvoir conclure a un intérét de cette imagerie dans la prise en

charge.
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Figure 7 — Scintigraphie osseuse dans le cadre d’un syndrome SAPHO, vue de face.
Hyperfixation des deux mandibules et de I'articulation sternoclaviculaire droite.

Dans le cadre du diagnostic d'ostéomyélite de la machoire (sans distinction
infectieuse/aseptique, étude incluant les ostéonécroses) d’aprés Bolouri et al. (26), le
panoramique dentaire a une sensibilité de 59% et une spécificité de 100%, le scanner
a une sensibilité de 77% et une spécificité de 86%, la scintigraphie a une sensibilité de
100% et une spécificité de 71% (Respectivement 100% et 6,7% pour Boronat-Ferrater
et al. (29)), et enfin la scintigraphie couplée aux coupes de scanner (SPECT/CT) a une
sensibilité de 100% et une spécificité de 86% (Respectivement 84% et 33,3% pour
Hakim et al. (28)). Pour le FDG-TEP Scanner, Hakim et al. (28) ont rapporté une

sensibilité de 64% et une spécificité de 77,7%.

c) Prélevements histologiques et bactériologiqgues

La documentation bactériologique est indispensable dans les infections ostéo-
articulaires pour adapter I'antibiothérapie qui sera prolongée afin d’étre efficace et le
plus ciblée possible. Cependant, dans le cas des ostéomyélites de machoire certains
auteurs se posent la question de la nécessité de réaliser une biopsie osseuse a visée
de documentation bactériologique. En effet, les prélevements sont la majorité du temps
positifs a germes commensaux buccaux, soit isolément soit retrouvant une flore

polymorphe (12-14,17,30-32). Il est donc difficile de faire la part des choses entre une



contamination des préléevements par la flore intra-buccale et une réelle action
pathogene du germe. Bertrand et al. (31) ont proposé une méthode plus rigoureuse de
prélevements (au moins trois prélevements, nettoyage du site chirurgical et
changement d’instrumentation entre chaque prélevement) permettant de diminuer le
nombre de germes par prélevements et la densité microbienne et d’augmenter le

nombre de cultures stériles.

Les préléevements histologiques dans l'ostéomyélite inflammatoire montrent un
remaniement osseux avec une fibrose et un cedéme des espaces médullaires, un
infiltrat inflammatoire modéré polymorphe, des appositions périostées, et un os cortical
remodelé (11,17,33).

Dans l'ostéomyélite infectieuse, l'infiltrat inflammatoire est plus important et plus
souvent a prédominance polynucléaires se regroupant en micro-abces. L’os trabéculaire
est résorbé par les ostéoclastes (11).

L’analyse histologique permet également de faire le diagnostic différentiel de
Iésions tumorales bénignes ou malignes (dysplasie fibreuse, carcinome épidermoide,

meétastases de tumeur solide).

d) Etiologies

L’ostéomyélite infectieuse de la machoire est une infection soit du maxillaire soit
de la mandibule par contiguité ou execptionnellement par dissémination hématogéne.
Elle peut survenir a la suite d’'une infection dentaire, d’'une fracture, d’'un corps étranger
ou d’'une intervention chirurgicale (19,32).

La carie dentaire est une destruction de I'émail, de la dentine puis de la pulpe par
prolifération bactérienne. Si elle n’est pas soignée, elle peut évoluer vers un abcés
apical avec suppuration dans la cavité osseuse et extension a I'os - ostéomyélite - voire
une extension systémique avec bactériémie et endocardite (34). Comme décrit dans la
partie 1) 2. Microbiologie buccale, les germes incriminés sont des germes commensaux

de la flore buccale.

L’ostéomyeélite aseptique de la machoire est une pathologie rare dont la
prévalence est estimée a 1/200 000 (23). Initialement, une étiologie infectieuse était

avancée, mais la stérilité des prélévements dans certains cas et surtout I'échec des



cures itératives et prolongées d’antibiotiques firent abandonner cette hypothése (23). La
physiopathologie reste aujourd’hui peu élucidée méme si plusieurs hypothéses ont été
avanceées.

En 1983, Malmstrom et al. (35) ont étudié l'immunité de 15 patients atteints
d’ostéomyélite aseptique (« ostéomyeélite chronique sclérosante » dans larticle), tous
avaient au moins une anomalie d’un test: 14 avaient une VS augmentée, 1 avait une
élévation de la CRP, 3 patients avaient une augmentation des anticorps anti-
streptolysine, aucun patient n’avait un Coombs positif, 10 patients avaient des
concentrations d'immunoglobulines élevées, 3 patients avaient un facteur rhumatoide
positif, 2 avaient des anticorps anti-nucléaires significatifs et 1 des anti-DNA positifs, 3
patients avaient une recherche de HLA B27 et B13 positive et 1 HLA B13 isolé. Au total,
seulement 'augmentation des immunoglobulines semblait associée a la pathologie.

Dans les années 1990, plusieurs auteurs ont suggéré que [I'ostéomyélite
aseptique (diffuse sclérosante dans les articles) était une tendino-périostite causée par
une sur-utilisation des muscles masséters secondaire a une hyper-excitabilité du
motoneurone trigéminé (36,37). lls s’appuyaient sur 'amélioration des symptémes par
traitements a visée de relaxation musculaire et sur les résultats d’'une étude testant la
réponse des muscles masséters a une stimulation électrique, retrouvant une diminution
d’inhibition chez 8 patients sur 10.

Montonen et al. (38) ont mis en évidence une augmentation de RANK-L dans les
Iésions d’ostéomyélite aseptique, et une induction de cathepsine K dans les précurseurs
mononucléés suivie d’une différenciation en ostéoclastes matures. lls émettent
'hypothése que l'ostéoclastogénése médiée par RANK-L serait le mécanisme de
I'ostéolyse initiale dans I'ostéomyélite aseptique.

Wannfors et al. (39) ont mis en évidence une augmentation du flux sanguin en
période de poussée inflammatoire et une diminution du flux lors des périodes
asymptomatiques. Cependant, ils ne classaient pas les ostéomyélites selon I'étiologie et
ont analysé ensemble les ostéomyélites infectieuses et aseptiques.

Suei et al. (16), sur la base des lésions radiologiques, ont émis I'hypothése que le
point de départ de I'ostéomyélite aseptique était le périoste. L’inflammation débuterait
dans le périoste avec libération de cytokines pro-inflammatoires qui stimuleraient a la
fois les ostéoblastes et les ostéoclastes, aboutissant a la résorption corticale et aux
appositions périostées. Plusieurs facteurs stockés dans la matrice corticale seraient

alors libérés et entraineraient la condensation médullaire.



Dans ces différentes études, plusieurs mécanismes de linflammation, de la
résorption osseuse ont été analysés mais aucune étude a I'’heure actuelle n’a proposé
d’hypothése concernant la phase initiale et un élément déclenchant la pathologie.
Cependant, les similitudes avec les ostéites aseptiques présentes dans le syndrome
SAPHO et dans les ostéites chroniques multifocales récurrentes de I'enfant font
considérer de plus en plus qu’elles appartiendraient au spectre des maladies auto-

inflammatoires.

e) Traitements

L’'ostéomyélite de la machoire est une pathologie rare et une seule étude
prospective portant sur les thérapeutiques a été menée pour l'instant. Les résultats que
nous rapportons dans ce paragraphe sont donc tres majoritairement issus de séries
rétrospectives ou de case reports d’'ostéomyélite infectieuse et aseptique. Timme et al.
(40) et van de Meent et al. (41) ont trés réecemment fait deux revues completes
systématiques de la littérature sur les traitements de l'ostéomyélite aseptique de la

mandibule.

Dans la prise en charge des ostéomyeélites infectieuses, I'antibiothérapie adaptée
au germe, a bonne diffusion osseuse et d’'une durée suffisante fréquemment associée a
un débridement chirurgical est la prise en charge recommandée (42). La seule étude
portant spécifiquement sur le traitement des ostéomyélites infectieuses chroniques de la
machoire ayant un recul suffisant et une bonne méthodologie date de 1997 par van
Merkesteyn et al. (20). lls proposent un protocole de prise en charge avec
séquestrectomie ou décortication associée a une antibiothérapie intra-veineuse
(pénicilline G) pendant une semaine relayée per os par pénicilline pour une durée totale
de un mois, avec une efficacité de 100% sur les 16 patients.

En ce qui concerne les ostéomyélites aseptiques, les patients ont souvent regu
des cures d’antibiotique itératives prolongées qui s’averent inefficaces (11,40,41,43).
Les antibiotiques ne sont plus conseillés a I'heure actuelle pour la prise en charge de
'ostéomyélite aseptique dans la mesure ou une sélection de germes resistants peut

survenir et ou un mécanisme auto-inflammatoire est suspecté.
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Il existe seulement 4 études (3 rétrospectives et 1 prospective) comprenant plus
de 5 patients avec un protocole thérapeutique détaillé concernant la prise en charge des
ostéomyelites aseptiques de la machoire. Jacobsson et al. (43) ont traité 11 patients par
décortication, pénicilline et corticoides (prednisolone) pendant 3 mois ; ils ont constaté
gu’'une antibiothérapie prolongée diminuait la récurrence des poussées et que la
décortication faisait cesser les symptémes pendant 6 a 12 mois avant une nouvelle
poussée. Un traitement par pamidronate 3 a 5 jours diminuait les symptémes chez
100% des 6 patients dans I'étude de Kuijpers et al. (44). Montonen et al. (45) ont montré
dans leur étude prospective controlée en double aveugle une diminution de la douleur
apres traitement par bisphosphonates (disodium clodronate). Yoshii et al. (46)
rapportaient une diminution ou disparition de la douleur aprés antibiothérapie prolongée
par roxithromycine (de 2 a 66 mois) chez 78% de leurs patients, avec un suivi d’'un an
seulement.

Il n’existe pas d’étude analysant spécifiquement les effets des anti-inflammatoires
non stéroidiens (AINS) ou corticoides seuls. Dans leur revue de la littérature, van de
Meent et al. (41) ont montré que 68% des patients ayant recu des AINS et 70% des
patients ayant recu des corticoides ont eu une amélioration ou une disparition des
symptdmes, cependant ceux-ci étaient souvent utilisés en association a d’autres
thérapeutiques. Il faut noter que les AINS sont plus fréquemment utilisés chez les
enfants, possiblement en raison d’une faible inquiétude concernant I'étiologie infectieuse
sous-jacente et I'habitude de la gestion des ostéites aseptiques dans le cadre des
OCMR (47-52).

Plusieurs séries et case reports décrivent des résultats encourageants des
bisphosphonates dans I'ostéomyélite aseptique. Sur 36 patients, 94% avaient une
disparition ou une amélioration des symptémes apres traitement (15,44,45,48,53-58). A
noter que chez les enfants l'efficacité rapportée est de 100% (41). Aucun cas
d’ostéochimionécrose secondaire a la prise des bisphosphonates n’a été rapporté.

Trois cas sont rapportés de patients traités efficacement par injection de
dénosumab (traitement anti-résorptif, anticorps monoclonal anti-RANKL) (59,60).

L’oxygénothérapie hyperbare a été rapportée chez 33 patients dont 11 sont
devenus asymptomatiques, mais tous avaient recu une combinaison de traitement
(chirurgie ou antibiotiques) (41). Le rationnel de I'oxygénothérapie est d’augmenter
lapport en oxygéne afin d’augmenter l'angiogénése, l'ostéogénése, Il'activité des

leucocytes et de stimuler la production de facteurs de croissance.



Un seul cas est rapporté de traitement d’'une ostéomyélite aseptique isolée de la
mandibule par association d’AINS, de méthotrexate et d’infliximab (anti-TNFa) chez une
enfant (61). Les symptomes avaient diminué de 75% a 2 mois mais I'hypertrophie
osseuse persistait. L'infliximab a été suspendu temporairement, les symptémes sont

réapparus immédiatement, disparaissant completement a sa réintroduction.

Les traitements chirurgicaux de I'ostéomyélite aseptique sont moins efficaces et
sont associés a une morbidité plus importante. Le curetage ne semble pas efficace, la
décortication est efficace au moins partiellement dans 60% des cas mais souvent en
association avec une autre thérapeutique. Les chirurgies d'exérése de la Iésion
mandibulaire sont lourdes et regroupent plusieurs techniques (saucérisation, debulking,
condylotomie, résection partielle) plus ou moins associées a une reconstruction, elles
se sont avérées efficaces chez 11 patients sur 19. Sur 8 patients ayant eu une
hémimandibulectomie avec reconstruction (lambeau libre fibulaire ou greffe iliaque)
seulement deux ont vu disparaitre leurs symptomes. Au total, une approche
chirurgicale seule était efficace dans 8% des cas, et combinée a une autre
thérapeutique efficace dans 28% des cas. Il est donc conseillé par plusieurs auteurs de
réserver la prise en charge chirurgicale aux cas séveres résistants aux traitements

médicaux (41).

Au total, a I'neure actuelle aucune recommandation pour la prise en charge
médicamenteuse ou chirurgicale des ostéomyélites aseptiques de la machoire ne peut
étre donnée. Les traitements les plus encourageants au vu de la littérature sont les

AINS, les corticoides et les bisphosphonates.

4. SAPHO et OCMR

Le syndrome SAPHO, acronyme de Synovite Acné Pustulose Hyperostose
Ostéite, est une pathologie faisant partie du spectre des spondylarthrites décrit par Kahn
et al. pour la premiére fois en 1987 (62). Les manifestations ostéo-articulaires évoluent
par pousseées et touchent a la fois le squelette axial (paroi thoracique antérieure, rachis
et sacro-iliaques) et périphérique (ostéite des os longs, arthrites). L’atteinte de la

mandibule est retrouvée dans 10% des cas (63,64). Les manifestations dermatologiques



sont du spectre des dermatoses neutrophiliques : pustulose palmo-plantaire, acné
sévere, hidradénite suppurée, pyoderma gangrenosum ou syndrome de Sweet. Les

critéres diagnostiques de Kahn et al. (65) sont présentés en Figure 8.

Chronic recurrent multifocal ostcomyelitis
Usually sterile”
Spinc may be involved
With or without skin lesions

Acute, subacute or chronic arthritis with any of following:
Palmoplantar pustulosis
Pustular psoriasis
Severe acne

Any severe osteitis® with any of following:
Palmoplantar pustulosis
Pustular psoriasis
Severe acne

“*Any of the three presentations is suflicient for the diagnosis (from
Kahn).

POr with the presence of Propionibacterium acnes.

“Involvement of a single site, including spondylodiscitis, is
sufficient.

Figure 8 — Criteres diagnostiques du syndrome SAPHO selon Kahn et al.

Kahn et al. (66) ont comparé les caractéristiques des ostéomyélites aseptiques
de la mandibule chez les patients de leur cohorte SAPHO a celles des ostéomyélites
aseptiques isolées. Les caractéristiques cliniques, radiologiques, bactériologiques et
histologiques étaient similaires. De plus, l'intervalle entre la premiéere atteinte osseuse et
I'atteinte cutanée peut atteindre 20 ans et des localisations d’ostéites peuvent étre
asymptomatiques ne permettant pas d’avoir tous les critéres nécessaires au diagnostic
de SAPHO initialement. Pour toutes ces raisons, plusieurs auteurs font de 'ostéomyélite
aseptique isolée de la machoire une atteinte faisant partie du spectre du syndrome
SAPHO (11,66-68). Les bisphosphonates et les anti-TNFa ont montré de bons résultats
dans la prise en charge des atteintes ostéo-articulaires des SAPHO (69-71).

Plusieurs case reports d’ostéomyélites aseptiques de la mandibule dans un
syndrome SAPHO traitées efficacement par méthotrexate (72), par bisphosphonates
(73,74) ou anti-TNFa (75-77) ont été décrits.



L’ostéite chronique multifocale récurrente (OCMR) est une pathologie rare de
l'enfant évoluant par poussées douloureuses en regard des sites atteints. Sa
présentation peut étre unifocale ou multifocale, et un site peut étre asymptomatique
(78). LOCMR peut parfois faire partie du syndrome SAPHO, certains auteurs relient
donc les deux pathologies dans un méme spectre de pathologies auto-inflammatoires
(63,79). Plusieurs cas ont été rapportés d’atteinte mandibulaire dont les caractéristiques
cliniques, histologiques et radiologiques sont similaires a celles de l'ostéomyélite
aseptique précédemment décrite (80,81). Dans plus de la moitié des cas les AINS
suffisent a traiter efficacement les symptédmes, en cas d’échec il est possible de traiter

par corticoides, méthrotrexate, bisphosphonates ou anti-TNFa (82).

5. Rationnel de lathése

Notre intérét pour cette pathologie est né d’'une interrogation commune entre les
services de chirurgie maxillo-faciale et de rhumatologie du CHU de Nantes devant la
difficulté diagnostique et de prise en charge des patients atteints d’'une ostéomyeélite
aseptique de la machoire. Nous avons donc décidé de colliger tous les cas
d’ostéomyélite de la méachoire adressés au CHU de Nantes de 2007 a 2020, afin de
décrire cette population, d’analyser les différences entre ostéomyélites aseptiques et

septiques et enfin de proposer une stratégie diagnostique et de prise en charge.



1)) Patients et méthodes

Il s’agit d’'une étude descriptive rétrospective d’une série de patients atteints

d’'une ostéomyeélite de la machoire suivis au CHU de Nantes entre 2007 et 2020.

1. Extraction des dossiers

L’extraction des dossiers de patient a, dans un premier temps, été faite par
codages PMSI (programme de médicalisation des systémes d’information) : tout patient
entre 2007 et 2017 ayant été codé lors d'un séjour hospitalier soit «M 86
Ostéomyélite » soit « K 102 Affections inflammatoires des machoires » dans les
services de rhumatologie, de chirurgie maxillo-faciale, de maladies infectieuses, de
médecine interne ou de pédiatrie.

Dans un second temps, une nouvelle extraction de dossiers a été réalisée afin
d’inclure les patients sans codage PMSI, c’est-a-dire les patients n’ayant pas été
hospitalisés. Cette extraction a été possible grace a la mise en place d’une Clinique des
données au CHU de Nantes (Pr Pierre-Antoine Gourraud). Une recherche des mots clés
« ostéite » et « ostéomyeélites » a été réalisée dans les comptes-rendus d’hospitalisation,
de consultation, d’intervention au bloc opératoire entre 2007 et 2020 dans les services
de rhumatologie et de chirurgie maxillo-faciale. Afin de faciliter le tri des dossiers, une
aide a la recherche via la plateforme eHOP a été utilisée permettant d’affiner la
recherche par mot clé complémentaire : soit « machoire » soit « mandibule » soit

« maxillaire ».

2. Criteres d’inclusion et d’exclusion

Les patients présentant une ostéomyélite d’'une autre localisation que la méachoire
ont été exclus, ainsi que ceux ayant une affection de la méachoire autre qu’une
ostéomyelite. Les patients de tout age présentant un diagnostic d’ostéomyélite de la
machoire et un recul d’évolution supérieur a 3 mois ont été inclus.

Les patients développant le tableau d’ostéomyélite dans les suites d’'une fracture

et/ou d’'une chirurgie récente du site infecté, ayant des antécédents de radiothérapie
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dans la région de la téte et du cou ou d’ostéonécrose de la machoire ont été exclus de
lanalyse. En effet, nous nous sommes intéressés aux ostéomyélites septiques
survenant spontanément posant ainsi une difficulté diagnostique avec les ostéomyélites
aseptiques. Les arthrites temporo-mandibulaires isolées n’ont pas été incluses. Les
dossiers ayant trop de données manquantes ou un recul insuffisant sur I'évolution, ne

permettant pas de statuer sur le diagnostic final ont également été exclus.

3. Méthode de recueil des données

Toutes les informations requises ont été recueillies pour chaque patient dans un
cahier d’observation individuel papier (Annexe 3). A chaque patient a été attribué un
numéro d’anonymisation. Les données ont été colligées a partir des dossiers patients
informatiques dans les logiciels du CHU de Nantes (Powerchart® et Clinicom®), et

complétées a partir des dossiers papiers du service de chirurgie maxillo-faciale.

Les données épidémiologiques suivantes ont été renseignées : age a la premiére
consultation, sexe, antécédents rhumatologiques, de maladie auto-immune ou
d'immunodépression. La durée entre le début des symptdbmes et la premiere
consultation au CHU (en mois), la réalisation de soins dentaires dans les 6 mois
précédents le début des symptomes et une infection dentaire initiale ont été
renseignées. La symptomatologie a la premiére consultation a été détaillée en plusieurs
criteres : douleur, tuméfaction, limitation de I'ouverture buccale, écoulement intra-buccal,
état bucco-dentaire, fistule cutanée, ulcération muqueuse, fievre et adénopathies. La
survenue de manifestations rhumatologiques et dermatologiques pendant toute la durée
du suivi a été recherchée: ostéite, mono- oligo- ou polyarthrite, arthralgies,
symptomatologie axiale, pustulose palmo-plantaire, acné, ou psoriasis.

Les données biologiques recueillies ont été : le compte des leucocytes sanguins,
le dosage de la C-réactive-protéine (CRP) et de la vitesse de sédimentation. En cas

d’examens répétés les données les plus précoces dans le suivi ont été gardees.

Pour les données d’imagerie, les images ont été analysées si elles étaient

disponibles, dans le cas contraire la description des lésions présentes sur le compte-
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rendu a été prise en compte. Si plusieurs examens du méme type avaient été realisés,
'examen le plus ancien a été considéré comme imagerie de référence, puis une analyse
de I'évolutivité des lésions a été faite.
Pour les panoramiques dentaires, les cone beams (CB) et les tomodensitométries
(TDM), les criteres analysés ont été :
- Localisation de la lésion : maxillaire ou mandibulaire, uni ou bilatérale. Si lésion
mandibulaire : symphyse, corps, angle, branche montante, ou condyle.
- Atteinte du périoste : érosions, appositions périostées lamellaires, solides ou
mixtes.
- Atteinte de la médullaire : condensation, ostéolyse ou mixte.
- Hypertrophie osseuse / Hyperostose
L’analyse des parties molles était réalisée sur les CB et les TDM, la présence d’un
épaississement ou d’un abces était recherchée.

Lorsque plusieurs examens CB ou TDM avaient été réalisés, I'évolution des
Iésions dans le temps a été analysée. Les criteres analysés étaient : la présence d’'une
évolution ou une stabilité des Iésions dans le temps, I'évolution des |ésions médullaires
(condensation ou ostéolyse), l'apparition ou Il'augmentation d'une hyperostose,
I'extension des Iésions.

Etaient considérées comme érosion une rupture de continuité de la corticale
osseuse (Figure 9. A), comme apposition lamellaire une ligne radiodense séparée de la
corticale externe par un espace clair (Figure 9. B), comme apposition solide une couche
dense et homogene accolée a la face externe de la corticale (Figure 9. C), comme
apposition mixte I'association d’appositions lamellaire et solide. Une condensation était
définie comme une augmentation de densité de I'os médullaire (Figure 9. D), une
ostéolyse était définie comme une destruction osseuse au sein de I'os médullaire
(Figure 9. E). Une hyperostose était définie comme une hypertrophie osseuse par
néoformation osseuse (Figure 9. F).

Lorsqu’une IRM avait été réalisée, nous avons recherché une infiltration
meédullaire, une inflammation et un épaississement des parties molles, ainsi qu’un

abces.



L’analyse des scintigraphies osseuses a recherché une anomalie de fixation de la

Iésion de la machoire, ainsi que la présence d’autres localisations.

Figure 9 — Atlas radiologique des lésions retrouvées dans I'ostéomyélite. A: Erosion (fleche
sans téte). B: Apposition lamellaire (fleche pleine). C: Apposition solide (fleche creuse). D:
Condensation (étoile noire). E: Ostéolyse (étoila blanche). F: Hyperostose de la mandibule
gauche.

Les données concernant les prélevements osseux ont été recuelllies en
s'intéressant a I'analyse histologique et microbiologique. Le nombre de prélevements
analysé dans chacune des techniques a été renseigné.

En histologie, nous avons recherché une fibrose des espaces médullaires, un
infiltrat inflammatoire (polymorphe, mono ou polynucléé), et la présence d’un amas
bactérien. Les lames n'ont pas été relues, seules les données du compte-rendu
anatomo-pathologique ont été retenues.

Pour l'analyse bactériologique des prélevements osseux, la présence de
bactéries en culture a été recherchée et les préléevements ont été classé en 4 groupes :
stérile, présence d’une flore polymicrobienne buccale, présence d’'un germe commensal

de la flore buccale, présence d’'un germe non commensal de la bouche.



Les traitements médicaux et chirurgicaux ont été analysés. Les traitements par
antibiotiques, anti-inflammatoires non stéroidiens (AINS), corticoides, bisphosphonates
et biothérapies ont été recherchés. Le nombre de cures, la durée du traitement et son
efficacité ont été renseignés pour les patients ayant regu des antibiotiques. L’efficacité a
été renseignée pour les patients ayant recus des AINS, des corticoides ou des
bisphosphonates. Le nombre de molécules essayées et leur efficacité ont été
renseignées pour les patients ayant recus des biothérapies.

Un traitement a été considéré efficace s'il existait une disparition des symptémes
pendant la durée du traitement, efficace partiellement si le patient ressentait une
amélioration incomplete pendant la durée du traitement, inefficace si le patient
présentait une poussée symptomatique sous traitement. Une récidive était définie

comme la réapparition des symptémes dans le mois suivant I'arrét du traitement.

Toutes les données manquantes ont été renseignées par I'acronyme ND.

4. Méthode de classification diagnostique finale

Le diagnostic final (ostéomyélite septique, aseptique ou autre diagnostic) était
posé par un méme évaluateur selon un faisceau d’arguments cliniques, radiologiques,
microbiologiques, selon la réponse aux différents traitements et avec un recul suffisant
sur I'évolution de la pathologie. En cas de dossiers complexes rendant le diagnostic
difficile, ceux-ci étaient relus et discutés par deux experts (un rhumatologue et un
chirurgien maxillo-facial) qui posaient le diagnostic final. Les dossiers de patients

n’ayant pas un recul suffisant pour juger de I'évolution ont été exclus.

5. Statistiques

Toutes les analyses statistiques ont été faites avec le logiciel SPSS® (IBM SPSS

Statistics for Windows, version 19, SPSS Inc.).

Concernant les analyses descriptives, les pourcentages ont été calculés pour les

variables qualitatives et la moyenne (déviation standard) ou la médiane (valeurs
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minimum - maximum) pour les variables quantitatives en fonction de leur distribution.
Toutes les valeurs ont été calculées sur les données disponibles, les données
manquantes ou non applicables étaient exclues des analyses.

Concernant les analyses comparatives, pour les variables quantitatives a
répartition normale un t-test était utilisé, en cas de répartition non normale un test de
Mann Whitney bilatéral était utilisé. Pour les variables qualitatives, un test exact de
Fisher était utilisé en cas de nombre de valeurs inférieur & 5 ; dans le cas contraire un
Chi-2 était utilisé.

Une valeur de p <0,05 était considérée comme significative statistiquement.
S’agissant une étude a visée exploratrice, nous n’avons pas réalisé de correction pour

tests statistiques multiples.

6. Autorisations

Aucune autorisation au comité d’éthique ou au comité de protection des
personnes (CPP) n’a été nécessaire puisqu’il s’agit d’'une étude non interventionnelle
sur données rétrospectives d’aprés la Loi Jardé de Janvier 2017.

Cependant, chaque patient admis au CHU de Nantes recoit un livret d’accueil
'informant que les données de son dossier médical sont exploitables anonymement

pour la recherche.

31



)  Résultats

1. Flow chart

Le flow chart est illustré en Figure 10.

Recherche mots clés
PMSI et Clinique des données

!

960 patients (PMSI)
906 patients (Clinique des données)

l l

Ostéite (63) Autres diagnostics

- Néoplasie (4)

- Dysplasie fibreuse (2)

- Maladie de Caffey (2)

- Histiocytose langerhansienne (1)
- Syndrome de Protée (1)

- Ostéonécrose aseptique (166)
Autres (1627 dont doublons)

- | Exclusion (20)

- Post-fracture (12)

- Post-opératoire hors fracture (5)
- Arthrite ATM (2)

- Manque d’information (1)

Septique (19) Inflammatoire (24)

- SAPHO (7)
- OCRM (2)
- Ostéite isolée (15)

Figure 10 — Flow chart

L’extraction de dossiers par codage PMSI a donné 960 patients, et I'extraction

par mots clés « ostéite » et « ostéomyeélite » a donné 906 patients. Parmi ces 1866
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dossiers, il existait de nombreux doublons. Cent soixante-six patients présentaient une
ostéonécrose aseptique de méachoire secondaire a une radiothérapie ou un traitement
par bisphosphonates, 10 patients avaient une Iésion de la machoire ne correspondant
pas a une ostéomyeélite et ont été exclus. Tout d’abord, 63 patients présentant une
ostéomyeélite de machoire ont été retenus. Dix-sept d’entre eux ont été exclus car
I'ostéomyeélite était secondaire a une fracture ou une intervention chirurgicale. Deux
patients avaient une arthrite temporo-mandibulaire isolée et un dossier était incomplet
pour conclure au diagnostic. Au final, 43 patients ont été inclus dans I'étude, dont 19

avaient un diagnostic d’'ostéomyélite septique et 24 une ostéomyélite aseptique.

2. Analyse descriptive de la série de patients

a) Caractéristiques clinigues

Il s’agissait de 65,1% de femmes (n=28/43), 'dge moyen était de 44,9 ans (écart
type 20,17).

51,4% des patients étaient tabagiques actifs (n=19/37), 13,5% étaient sevrés en
tabac (n=5/37) et 35,1% non-fumeurs (n=13/37). 28,6% avaient des antécédents
rhumatologiques compatibles avec un rhumatisme inflammatoire (n=12/42), 11,9% des
antécédents de maladie auto-immune (n=5/42) et 11,9% une cause
d'immunodépression (n=5/42).

Le délai médian entre le début des symptbmes et la premiére consultation au
CHU était de 6 mois (min 0.3 — max 144) (n=43), 41,9% des patients avaient recu des
soins dentaires dans les 6 mois précédents et rapportaient un épisode d’infection
dentaire initial (n=18/43).

A la premiére consultation au CHU de Nantes, 85,4% des patients présentaient
des douleurs du site de l'ostéomyélite (n=35/41), 82,5% une tuméfaction (n=33/40),
31,6% une limitation de l'ouverture buccale (n=12/38), 19,5% un écoulement intra-
buccal (n=8/41), 10,3% une fistule cutanée (n=4/39), 15,4% une ulcération de la
muqueuse buccale (n=6/39) et 6 patients sur 14 une anomalie sensitive sur le territoire
V3 (42,8%). 58,5% des patients avaient un mauvais état bucco-dentaire (n=24/41),
17,1% un état correct (n=7/41), et 22% un tres bon état (n=9/41). 11,5% présentaient ou
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avaient présenté de la fievre (n=3/26), 36,8% avaient des adénopathies palpables
(n=7/19).

Pendant le suivi, 44,4% (n=12/27) ont présenté des symptébmes rhumatologiques
inflammatoires et 17,9% des symptdbmes dermatologiques (n=5/28). Le détail des

symptémes rhumatologiques et dermatologiques est présenté en Figures 11 et 12.

Ostéite W ¥ W >
Mono-arthrite W
Poly-arthrite L 4
Atteinte axiale 2 L 2 2 L 4
Arthralgies inflammatoires v 2 L

1 1 1 2 1 2 3 1

Nombre de patients

Figure 11 — Phénotype des manifestations rhumatologiques survenues au cours du suivi. Une lighe verticale
correspond a un phénotype de patient présentant un ou plusieurs symptdmes représentés par un losange rouge. En
abscisse, le nombre de patients ayant présenté ce phénotype.

Pustulose palmo-plantaire ¢ 2 v
Acné ¢
Psoriasis v v
1 1 2 1

Nombre de patients

Figure 12 — Phénotype des manifestations dermatologiques survenues au cours du suivi. Une ligne verticale
correspond a un phénotype de patient présentant un ou plusieurs symptémes représentés par un losange
rouge. En abscisse, le nombre de patients ayant présenté ce phénotype.



b) Biologie

Sur les 34 patients ayant eu un bilan biologique, 29,4% avaient un syndrome
inflammatoire biologique, le nombre médian de leucocytes étaient de 9490/mm? (min
440 — max 16630), la CRP médiane était de 2 (min 0 — max 293) (n=25).

c) Imagerie

87,3% des patients ont eu au moins un panoramique dentaire (n=36/41), 97,7%
un cone beam et/ou une TDM (n=41/42) dont 39 imageries analysables présentes dans
le dossier médical, 26,8% une IRM (n=11/41) dont 8 imageries analysables présentes
dans le dossier médical et 31,7% une scintigraphie ou un TEP-Scanner (n=13/41).
66,7% des patients ont eu plus d’'un CB ou TDM permettant une analyse de I'évolution
des lésions (n=28/42).

d) Prélévements

95,3% des patients ont eu un prélevement osseux envoyé en analyse
histologique (n=41/43) et 92,9% en bactériologie (n=39/42). Le nombre médian de
prélevements anatomopathologiques par patient était de 1 (min 1 — max 4) et
bactériologiques par patient était de 2 (min 1 — max 8). Le nombre médian de
prélevements bactériologiques positifs par patient était de 1 (min 0 — max 5) et stériles
était de 0 (min 0 — max 3) (n=38).

Les résultats bactériologiques des prélévements sont présentés dans le Tableau I.
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Stérile 6 (15,8%)

Flore polymicrobienne 6(15,8%)

Germes habituellement non commensaux 2 (5,3%)
Staphylococcus aureus (résistant a la méticilline) 1
Enterobacter cloacae 2

Germes commensaux 24 (63,2%)
Streptocoque a hémolytique (sans précision) 2
Streptococcus mitis 13

Streptococcus gordonii
Streptococcus oralis
Streptococcus sanguis
Streptococcus parasanguis
Streptococcus anginosus
Streptococcus constellatus
Streptococcusintermedius
Streptococcus salivarius
Streptococcus sanguinis
Abiotrophia defectiva
Granulicatella adiacens
Streptocoque du groupe K
Parvimonas micra
Prevotella spp.

Veillonella parvula
Capnocytophaga spp.
Staphylocoque coagulase négative (sans précision)
Staphylococcus epidermidis
Haemophilus parainfluenzae
Actinomyces naeslundii
Actinomyces viscosus
Cutibacteriumacnes

Selenomonas spp.

= N R WYy R R R, R R, R, R, R, R RN PR R R, RN W

Tableau | — Résultats des prélevements bactériologiques.
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e) Traitement

Les traitements regus par les patients de notre série sont résumés en Figure 13.

90,5% des patients ont été traités par antibiotiques (n=38/42). Les patients
recevaient 3 cures d’antibiotiques en médiane (min 1 — max 12), la durée médiane d’'une
cure était de 4 semaines et la médiane de la durée cumulée d’antibiotiques par patient
était de 14,5 semaines (min 1,5 — max 84).

40,5% des patients ont recu au moins une fois un traitement par AINS (n=17/42),
24,4% par corticoides (n=10/41), 4,9% par bisphosphonates (n=2/41) et 4,9% par
oxygénothérapie hyperbare.

9,8% des patients ont regu au moins un traitement par biothérapie (n=4/41), le

nombre médian de molécule par patient était de 2 (min 1 — max 3).

Meédicaux Chirurgicaux
| \
| \ \
100 90,50%
51,20%
40,50%
50
24,40% 23,30%
9,80%
l 4,90% -" 4,90%
0 I T T T T T T T T
< S I S 2 & [
&F NP & Q Q &
O v 9 & 12 o2 P &
X e (s < e & >
3© & o & & & )
0 R o 9 ) Q
X Y & & S e
<o < &
¥ & \2 ©

Figure 13 — Traitements recus par les patients de la série.

51,2% des patients ont eu une prise en charge chirurgicale par décortication
(n=22/43), le nombre médian de décortication par patient était de 1 (min 1 — max 8).
23,3% des patients ont eu un drainage d’abces (n=10/43), parmi eux 4 avaient eu

plusieurs drainages consécutifs (médiane a 1).
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Aucun patient n’avait eu de traitement chirurgical non conservateur par résection

de la zone atteinte.
3. Analyse comparative entre ostéomyeélite infectieuse et inflammatoire
Au total, parmi les 43 ostéomyélites, 24 patients ont été classés en ostéomyélite
aseptique (55,8%) et 19 en ostéomyeélite septique (44,2%). Dans le groupe ostéomyélite
aseptique, 7 patients avaient un syndrome SAPHO et deux patientes avaient une

OCMR.

a) Caractéristiques clinigues

Les caractéristiques cliniques dans les deux groupes sont résumeées dans le
Tableau II.

Dans le groupe ostéomyélite aseptique, les patients étaient majoritairement des
femmes (75%), d’age moyen de 39,25 ans (+/- 20,23). Dans le groupe ostéomyélite
septique, le sexe ratio était équivalent et la moyenne d’age était de 52 ans (+/- 18,18).
La moyenne d'age était significativement plus élevée dans le groupe septique
(p=0,038).

Il n'existait pas de différence significative entre les deux groupes concernant la
consommation de tabac (p=0,536). Il n'y avait pas de différence entre les groupes
concernant les antécédents rhumatologiques inflammatoires (p=0,506), ni les
antécédents auto-immuns (p=1,000), ou bien la présence d’une immunodépression
(p=0,146).

Le délai médian entre le début des symptébmes et la premieére consultation au
CHU était significativement plus long dans le groupe aseptique que dans le groupe
septique (respectivement 8 et 1,5 mois, p=0,004).

Il n’y avait pas de différence entre les deux groupes concernant la réalisation de
soins dentaires dans les 6 mois précédant la premiére consultation. Par contre, un
épisode d’infection initiale était significativement plus souvent rapporté dans le groupe

septique (p<0,001).
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Aseptique Septique p

Sexe féminin n(%) 18 (75%) 10 (52,6%) 0,126
Age moyen 39,25 (20,234) 52(18,178) 0,038
Antécédents rhumatologiques 8(33,3%) 4(22,2%) 0,506
Antécédents auto-immuns 3(12,5%) 2(11,1%) 1,000
Immunodépression 1(4,2%) 4(22,2%) 0,146
Tabagisme 0,536
Actif 9(42,9%) 10 (62,5%)
Sevré 3(14,3%) 2(12,5%)
Aucun 9 (42,9%) 4 (25%)

Délai symptomes-consultation

médian (min — max) 8(0,5-144) 1,5(0,3-48) 0,004
Soins dentaires <6 mois 9(37,5%) 9(47,4%) 0,515
Infection dentaire initiale 4(16,7%) 14 (73,7%) 0,000
Etat bucco-dentaire 0,068
Parfait 7(29,2%) 2(11,8%)
Intermédiaire 6(25%) 1(5,9%)
Mauvais 10(41,7%) 14 (82,4%)

Tableau Il — Caractéristiques des patients selon les groupes.

Les différences de présentation clinique a la premiéere consultation sont illustrées
dans la Figure 14. La présence d’un écoulement intra-buccal (p<0,001), d’'une fistule
(p=0,029) ou d'une ulcération muqueuse (p=0,004) était significativement plus
importante dans le groupe septique, alors qu'une tuméfaction était plus souvent
présente dans le groupe aseptique (p=0,011). Il n’existait pas de différence significative
concernant la douleur (p=0,212), la présence d’un trismus (p=0,157) ou d’'une anomalie

sensitive sur le territoire de la branche nerveuse V3 (p=1,000).
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Figure 14 — Symptomes a la premiére consultation selon les groupes aseptiques ou septiques. * = p< 0,05

L’état bucco-dentaire des patients n’était pas significativement différent entre les
deux groupes, cependant il existait une tendance a un plus mauvais état bucco-dentaire
dans le groupe septique (41,7% vs 82,4%, p=0,068). Il n'y avait pas de différence
concernant la fievre (2 patients dans le groupe aseptique et un seul dans le groupe
septique, p=1,000). Des adénopathies étaient significativement plus souvent palpées
dans le groupe aseptique (p=0,016).

Les patients du groupe ostéomyélite aseptigue n’avaient pas présenté plus de
symptomes rhumatologiques (9 patients soit 50% vs 3 patients soit 33,3%, p=0,343) ni
dermatologiques (5 patients soit 26,3% vs 0%, p=0,118) durant leur suivi que dans le
groupe septique, mais cela pourrait étre expliqué par un nombre important de données

manquantes.

b) Biologie

Il n'existait pas de différence significative entre les deux groupes concernant la
présence d’'un syndrome inflammatoire biologique (p=0,271), le compte des leucocytes
(p=0,397) ou la valeur de la CRP (p=0,567).



c) Imagerie

Les Tableaux Ill et IV présentent les descriptions des imageries initiales des Iésions
d’ostéomyélite septique ou aseptique au panoramique dentaire et au CB ou a la TDM.
Seulement 2 patients avaient une atteinte maxillaire, les deux étaient des enfants

respectivement agés de 11 et 15 ans.

Aseptique Septique p
Panoramique 19 (28,6%) 17 (94,4%) 0,363
Localisation Portion dentée 16 (88,9%) 14 (82,4%) 0,658
Portion non dentée 16 (88,9%) 9(52,9%) 0,027
Périoste / Corticale Erosion 9(47,4%) 11 (64,7%) 0,296
Appositions lamellaires 5 (26,3%) 2(11,8%) 0,408
Appositions solides 9 (47,4%) 3(17,6%) 0,083
Appositions mixtes 4(21,1%) 0 (0%) 0,106
Médullaire Condensation 17 (89,5%) 5 (29,4%) <0,001
Ostéolyse 9 (47,4%) 15 (88,2%) 0,014
Mixte 8 (42,1%) 5 (29,4%) 0,429
Hyperostose 8 (41,2%) 0 (0%) 0,003
Tableau 11l — Descriptifs des lésions d’ostéomyélites aseptiques et septiques au panoramique dentaire

Les lésions d’ostéomyeélites aseptiques étaient plus souvent situées sur la portion
non dentée de la machoire au panoramique dentaire (p=0,027) comme a la TDM ou au
CB (p=0,037), et présentaient plus souvent une condensation médullaire (p<0,001), une
hyperostose (panoramique dentaire p=0,003, TDM/CB p<0,001) et un épaississement
des parties molles au CB ou a la TDM (p=0,016). Les ostéomyélites septiques étaient
plus souvent lytiques au panoramique dentaire (p=0,014) mais pas aux imageries en
coupe (p=0,079). Les tableaux septiques pouvaient se présenter avec un abces des
parties molles, ce qui n’était jamais le cas dans les ostéomyélites aseptiques (35,3% vs
0%, p=0,004). Il n’existait pas de différence concernant les érosions de la corticale ou
les appositions périostées, que ce soit au panoramique dentaire ou aux CB/TDM.
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Aseptique Septique o]
TDM ou CB 24 (100%) 18 (94,7%) 0,442
Localisation Portion dentée 18(85,7%) 14(82,4%) 1,000
Portion non dentée 18(85,7%) 9(52,9%) 0,037
Périoste / Corticale Erosion 11(52,4%) 13(76,5%) 0,181
Appositions lamellaires 11(73,3%) 5(55,6%) 0,412
Appositions solides 14(87,5%) 7(77,8%) 0,602
Appositions mixtes 9(56,3%) 3(33,3%) 0,411
Médullaire Condensation 20(87%) 5(29,4%) <0,001
Ostéolyse 14(60,9%) 15(88,2%) 0,079
Mixte 12(52,2%) 5(29,4%) 0,202
Hyperostose 17(81%) 1(5,9%) <0,001
Parties molles Epaississement 18(85,7%) 8(47,1%) 0,016
Abces 0(0%) 6(35,3%) 0,004

Tableau IV — Descriptifs des lésions d’ostéomyélites aseptiques et septiques au CB ou TDM

L’évolution des Iésions a I'imagerie selon les groupes est présentée dans la
Figure 15. Les ostéomyélites aseptiques évoluaient significativement plus vers
I'hyperostose (p=0,008). La normalisation des Iésions était retrouvée chez 2 patients
dans le groupe ostéomyélite septique et 3 patients dans le groupe ostéomyélite
aseptique (p=1,000). Il n’y avait pas de difféerence concernant I'évolution vers une

extension de la lésion (p=0,189), une bilatéralisation (p=0,231), une condensation

(p=0,334) ou une ostéolyse (p=1,000).
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Figure 15— Evolution des |ésions d’ostéomyélites selon les groupes au CB ou TDM. * = p< 0,05

ATIRM, il nexistait pas de différence entre les groupes concernant la localisation,
'inflammation médullaire, ou I'inflammation des parties molles (p=1.000). Cependant, au
vu du faible nombre de patients ayant eu une imagerie par IRM, il parait difficile de
conclure sur ces données. Parmi les 9 patients du groupe ostéomyélite aseptique ayant
eu une IRM, seulement 2 avaient eu une IRM de contrOle, et parmi les 2 patients du
groupe ostéomyélite septique ayant eu une IRM aucun n’avait eu de 2eme IRM.

L’analyse de I'évolution des lésions a I'IRM n’a donc pas été réalisee.

Les scintigraphies ont été significativement plus réalisées dans le groupe
aseptique (47,8% vs 11,1%, p=0,018). Toutes les lésions d’ostéomyélites fixaient a la
scintigraphie dans les deux groupes. Sept patients (63,6%, n=7/11) du groupe aseptique
avaient une ou plusieurs autres localisations de fixation, dont 5 ayant comme diagnostic
final un syndrome SAPHO et 2 ayant comme diagnostic final une OCMR. Parmi les 7
patients ayant une fixation d’une ou plusieurs autres localisations que la méachoire, 4
étaient asymptomatiques sur cette (ces) Iésion(-s) permettant d’orienter le diagnostic
vers un SAPHO ou une OCMR chez 3 d’entre eux.



d) Prélévements

Il n’existait pas de différence significative concernant le nombre de prélévements
histologiques par patient entre les deux groupes (p=0,285). La description des infiltrats

inflammatoires dans les lésions d’ostéomyélites est présentée en Figure 16.

Aseptiques Septiques
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Figure 16 — Infiltrat inflammatoire dans les l1ésions d’ostéomyélites aseptiques et septiques.

L’absence d’infiltrat inflammatoire était significativement plus retrouvé dans les
ostéomyélites aseptiques (36,4% vs 0%, p=0,005), il était plus souvent constitué
exclusivement d’éléments mononucléés (64,3% vs 18,8%, p=0,024) et présentait plus
souvent une fibrose des espaces médullaires (86,4% vs 36,8%, p=0,001). Dans les
ostéomyeélites septiques, linfiltrat était plus souvent constitué exclusivement de
polynucléaires neutrophiles (0% vs 43,8%, p=0,007) et la visualisation d’amas
bactériens était plus fréquente (0% VS 36,8%, p=0,002).

Il n’existait pas de différence significative concernant le nombre de prélévements
bactériologiques par patient entre les deux groupes (p=0,232). Il n’existait pas de
différence significative entre les deux groupes concernant les résultats des
prélevements bactériologiques, que ce soit pour le nombre de préléevements stériles
(p=0,675), le nombre de prélevements mettant en évidence une flore polymicrobienne
(p=1,000), un germe commensal de la bouche (p=0,165) ou bien un germe non

commensal pathogene (p=1,000).



e) Traitements

Les traitements recus par les patients de notre série sont comparés en Figure
17.

Le pourcentage de patients ayant recu des antibiotiques n’était pas différent dans
les deux groupes (87% vs 94,7%, p=0,613). Les patients du groupe aseptique avaient
recu significativement plus de cures d’antibiotiques (médiane de 4 vs 2.5, p=0,001)
d’'une durée cumulée par patient significativement plus longue (médiane de 26 vs 9,25
semaines, p=0,002), le traitement était plus souvent inefficace (45% vs 11,8%, p=0,036)

et le taux de récidive était significativement plus important (55% vs 0%, p=0,000).
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Figure 17 — Traitements recus dans les deux groupes. * = p< 0,05

Les patients du groupe aseptique avaient plus souvent recus des AINS (65,2% vs
10,5%, p=0,000).

Significativement plus de patients avaient eu une prise en charge par
décortication dans le groupe aseptique (70,8% vs 26,3%, p=0,004), a linverse les
patients ayant une ostéomyélite septique avaient été significativement plus nombreux a

avoir un drainage d’abcés (4,2% vs 47,4%, p=0,002). Parmi les patients ayant eu une



décortication, le nombre médian de décortication par patient était de 1 par patient dans

les deux groupes.

Nous avons analysé l'efficacité des traitements a visée rhumatologiques dans le

groupe aseptique, les résultats sont présentés en Figure 18.
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Figure 18 — Efficacité des traitements dans le groupe ostéomyélite aseptique.

Les AINS avaient été efficaces chez 4 patients sur 12 et 8 patients avaient
présenté des récidives apres la prise.

Sur les 7 patients ayant pris des corticoides, 3 avaient présenté une efficacité, 1
une inefficacité et 3 des récidives.

Les bisphosphonates ont été donnés a 2 patients du groupe aseptique et aucun
patient du groupe septique. lls ont été efficaces pour les 2 patients, dont un a recu des
cures répétées selon les protocoles de pédiatrie pour TOCMR.

Quatre patients du groupe aseptique ont recu des biothérapies et aucun patient
dans le groupe septique. Les 4 patients avaient pour diagnostic final une ostéomyélite

aseptique dans le cadre d’'un syndrome SAPHO, 3 ont eu une efficacité complete du



traitement et 1 une efficacité partielle. Deux patients ont eu 3 molécules différentes, a
chaque fois [lefficacité sur l'ostéomyélite mandibulaire était complete mais un
changement de molécule avait été nécessaire soit pour efficacité partielle sur les autres

atteintes du SAPHO soit pour effets secondaires.

En ce qui concerne le traitement des ostéomyeélites septiques, les antibiotiques
étaient significativement plus efficaces (0% vs 82,4%, p=0,000), ainsi que les prises en
charge chirurgicales par décortication (0% vs 60%, p=0,008). La prise en charge par
drainage était efficace pour 100% des patients (n=9) dans le groupe septique et

inefficace chez la patiente du groupe aseptique (p=0,1).

Au total, les traitements efficaces pour les ostéomyeélites septiques de la
machoire étaient une antibiothérapie plus ou moins associée a une décortication
chirurgicale de I'os atteint ou un drainage d’abcés si nécessaire. Dans la prise en charge
des ostéomyélites aseptiques, les antibiothérapies et la prise en charge chirurgicale ne
paraissaient pas efficaces, tandis que les traitements a visée rhumatologiques (AINS,
corticoides, bisphosphonates et biothérapie) étaient encourageants, méme si nous

disposions de trop peu de patients pour conclure a une efficacité formelle.
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IV)  Discussion

1. Caractéristiques épidémiologiques et cliniques

Dans notre étude, les ostéomyélites aseptiques survenaient majoritairement chez
des femmes (75%) de 45 ans d’age moyen ce qui était concordant avec les cohortes de
Suei et al. (16), Julien Saint Amand et al. (17), van Merkesteyn et al. (37) et Jacobsson
et al. (23).

L’ostéomyélite septique survenait de maniere équitable entre les femmes et les
hommes dans notre étude, contrairement a plusieurs études dans la littérature qui
retrouvaient une prédominance masculine (16,20). Notre population dans le groupe
septique était plus agée de 10 ans en moyenne, ce que ne retrouvaient pas la plupart
des études puisque I'age moyen est généralement situé entre 40 et 50 ans
(13,15,16,20,37).

Plusieurs études retrouvaient des sexes ratio variables mais les populations
regroupaient a la fois les ostéomyeélites septiques, aseptiques et parfois les ostéoradio-

ou chimionécroses (12-14,31).

Plus de 40% des patients avaient eu des soins dentaires dans les 6 mois
précédents la consultation au CHU, sans différence entre les groupes septiques et
aseptiques. Il est fort possible mais difficile de dire si les soins avaient été réalisés
devant des douleurs d’ostéomyeélite pris a tort pour des douleurs dentaires d’origine
infectieuse ou si un épisode dentaire aurait pu étre a I'origine de I'inflammation
responsable de I'ostéomyeélite aseptique.

La douleur et la tuméfaction étaient les symptéomes les plus fréquemment
retrouvés suivies de la limitation de I'ouverture buccale dans notre série ainsi que dans
la littérature (12,13,15,23).

La présence d’un écoulement ou d’une fistule était également décrite comme
évocatrice d’une étiologie septique et n’était pas retrouvée lors des ostéomyeélites
aseptiques (16,17,20,23,33). Par contre, la présence d’'un écoulement ou d’une fistule

n’était pas systématiquement retrouvée chez les patients septiques.

La présence de manifestations rhumatologigues ou dermatologiques durant le

suivi n’était pas systématiquement recherchée dans plus de 50% des cas et les patients



étaient adressés dans moins de 10% des cas a un rhumatologue pour recherche d’un
syndrome SAPHO associé. Il nous parait nécessaire devant un tableau clinico-
radiologique compatible avec une ostéomyélite aseptique de la machoire de pratiquer
un interrogatoire et un examen clinique complet pour ne pas manquer un critere
permettant de classer I'ostéomyélite dans un syndrome SAPHO ou une OCMR. Le
praticien devra interroger le patient sur d’éventuels antécédents rhumatologiques,
dermatologiques ou auto-immuns. L’'examen clinique devra rechercher des arthrites, des
signes d’ostéite, une atteinte axiale inflammatoire et des lésions dermatologiques
évocatrices d’acné, de pustulose ou de psoriasis. En effet, un traitement a visée
rhumatologiques tels que les AINS, corticoides, bisphosphonates voire biothérapie

pourront alors se discuter d’emblée.

Dans notre série seulement deux patients avaient une atteinte maxillaire, les
deux étant aseptiques. Cette prédominance mandibulaire est également largement
retrouvée dans la littérature (12,13,15,26,32,83-85). L’atteinte maxillaire est plus
fréquente chez I'enfant dans la littérature (11,15), dans notre série les deux patients
étaient des enfants. La raison avancée par plusieurs auteurs est la précarité de la
vascularisation terminale, la structure cortico-spongieuse et la faible couverture
muqueuse de la mandibule par rapport au maxillaire (12). Notre extraction de données
n’ayant pas été faite pour le service d’'ORL au CHU, peut-étre que les patients
présentant une atteinte maxillaire ont été adressés en premiére intention aux ORL et

non aux chirurgiens maxillo-faciaux.

2. Caractéristiques radiologiques

Nos résultats concernant les caractéristiques radiologiques des Iésions
d’ostéomyélites sont, de maniére globale, concordants avec la littérature.

Les lésions d'ostéomyélites aseptiques étaient typiquement condensantes,
présentaient initialement ou évoluaient vers une hyperostose et s’y associait un
épaississement des parties molles sans jamais d’abcés ; ces caractéristiques étaient
similaires a celles décrites dans les études s’intéressant aux ostéomyélites aseptiques

(16,17,22,24,27). Les lésions d'ostéomyélites septiques étaient plus souvent



ostéolytigues au panoramique dentaire et pouvaient étre associées a un abces des
parties molles comme décrit dans la littérature (16,17,21,22).

Contrairement a Suei et al. (16) qui décrivaient typiquement des appositions
périostées solides dans l'ostéomyélite aseptique et lamellaires dans I'ostéomyélite
septique, nous n'avons pas mis en évidence de différence entre les deux groupes.

Aucune étude, a notre connaissance, n’a comparé la localisation au sein de la
mandibule entre ostéomyélites septiques et aseptiques. Notre hypothese, pour expliquer
la moindre localisation des ostéomyélites septiques dans la portion non dentée, serait le
point de départ de l'infection. L'ostéomyélite s’étend de maniére centrifuge a partir du
foyer infectieux dentaire et donc dans la portion dentée, contrairement aux
ostéomyeélites aseptiques ou I'inflammation peut débuter sur n'importe quelle portion de
la mandibule. Cela est conforté par la répartition équitable sur la mandibule des lésions
d’ostéomyélites aseptiques dans notre série. Suei et al. (16) ont émis I'hypothése a
partir de données radiologiques que le point de départ de linflammation dans les
ostéomyélites aseptiques serait la corticale. Ainsi, I'inflammation débuterait au niveau de
la corticale et s’étendrait d’une part vers le périoste induisant des appositions périostées
et d’autre part vers la médullaire entrainant une association de condensation et

d’ostéolyse.

Ensuite, il est classiquement décrit que la normalisation des lésions ne se voit
pas dans les ostéomyélites aseptiques, alors qu’elle est fréquente lors d’une étiologie
infectieuse aprés traitement adapté (16,17,20,22). De maniére inattendue, nous avons
observé chez deux enfants présentant une ostéomyélite aseptique une normalisation de
la Iésion. Chez une des deux patientes, la normalisation de la lésion maxillaire a été
suivie par lapparition d’'une Iésion mandibulaire, chez l'autre patiente la Iésion
mandibulaire est réapparue aprés une nouvelle poussée. Une troisieme patiente adulte
a présenté une normalisation de la Iésion apres plusieurs années symptomatiques.
Nous pensons que la normalisation peut se voir chez les enfants de maniere
comparable aux ostéites aseptiqgues dans le cadre des OCMR (86), possiblement par

une physiopathologie différente.

Enfin, il est apparu dans notre étude que la scintigraphie osseuse n’était réalisée
que dans 47.8% des cas d’ostéomyélites aseptiques. Parmi ces 11 patients, 7 avaient

au moins une autre localisation d’ostéite, dont 4 étaient asymptomatiques. La



scintigraphie a permis de faire le diagnostic de SAPHO ou d’OCMR chez 3 d’entre eux.
Ainsi, il nous parait important en cas de suspicion d’ostéomyélite aseptique isolée de la
machoire de réaliser une scintigraphie osseuse a la recherche d’une localisation
asymptomatique d’ostéite permettant ainsi de poser le diagnostic de syndrome SAPHO
ou dOCMR.

Au total, au vu des données de la littérature et des résultats de notre étude, le
panoramique dentaire semble étre un bon examen de dépistage devant des douleurs
mandibulaires persistantes pour rechercher une anomalie osseuse, mais les imageries
en coupe (CB et TDM) sont plus performantes pour I'analyse osseuse fine permettant
de trouver des caractéristiques sémiologiques en faveur d’'une étiologie septique ou
inflammatoire. Elles permettent également une analyse des parties molles.

Dans notre analyse, 'IRM n’était pas discriminante pour une étiologie mais
seulement 11 patients de notre série avaient eu cet examen. L’analyse de la trame
osseuse est meilleure avec le CB ou la TDM et I'analyse des parties molles retrouvait
une inflammation péri-lésionnelle de maniere équivalente dans les deux groupes. Nous
ne pouvons donc conclure a une utilité de réaliser cette imagerie dans les ostéomyélites

de la machoire.

3. Caractéristiques microbiologiques et histologiques

Lorsqu’ils étaient positifs, les préléevements bactériologiques retrouvaient dans la
guasi-totalité des cas une flore buccale polymorphe ou bien un germe commensal de la
flore buccale. La présence de bactérie ne permettait pas d’orienter le diagnostic vers
une étiologie infectieuse ou inflammatoire, de maniere concordante avec la littérature
(12-15,17,30-33,87). Une étude a montré que les germes retrouvés dans les biopsies
osseuses de patients ayant une ostéomyélite aseptique de la machoire n’étaient pas
différents de ceux sur une biopsie de patient sain (87), posant ainsi la question d’une
simple contamination des prélévements lors de l'intervention. Un seul prélévement
chez une patiente de notre série a retrouvé un Staphylococcus aureus résistant a la
méticilline, il n’a pas été retrouvé sur les biopsies ultérieures. Au vu de la totalité du
dossier typique d’une ostéomyélite aseptique, nous avons considéeré ce prélévement

comme une contamination per-opératoire. Dans la littérature, les prélevements
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pouvaient retrouver du Staphylococcus aureus mais lors des ostéomyélites
infectieuses iatrogenes post intervention. Les prélevements bactériologiques ne sont
donc pas spécifiques d’une étiologie mais permettent d’adapter I'antibiothérapie en cas

d’ostéomyélite septique.

L’analyse anatomo-pathologique des biopsies était utile pour ['orientation
diagnostigue dans notre seérie, mettant en évidence un infiltrat inflammatoire
mononucléé et une fibrose médullaire dans les ostéomyélites aseptiques conformément
a la littérature (11,15,17,23,33,87), contrairement aux ostéomyeélites septiques dans
lesquelles on retrouvait un infiltrat polynucléaire et un amas bactérien. La présence d’'un
infiltrat inflammatoire était un critére sensible mais peu spécifique des ostéomyélites
septiques, au contraire de la présence d’amas bactérien qui s’avérait spécifique mais
peu sensible. Pour 'ostéomyélite aseptique, la fibrose des espaces médullaires était

sensible mais tres peu spécifique.

Au total, les biopsies osseuses avec analyse histologique nous paraissent utiles
pour l'orientation diagnostique, contrairement a I'analyse bactériologique. Cependant,
lors d'une infection osseuse, [lidentification d'un germe permet d’adapter
I'antibiothérapie en réduisant le spectre au minimum, méme si dans notre expérience les
germes retrouvés ne présentaient pas de résistance acquise. De plus, lorsque le tableau
clinico-radiologique n’est pas typique d’une étiologie infectieuse ou inflammatoire

d’emblée, 'analyse histologique permet de faire d’autre diagnostic tels que des tumeurs.

4. Diagnostics différentiels

Parmi les 906 dossiers de patients extraits par recherche du mot clé
« ostéomyeélite », dix patients présentaient des lésions radiologiques de la mandibule
pouvant évoquer un diagnostic d’ostéomyélite mais qui correspondaient finalement a un
autre diagnostic. Les principales caractéristiques des patients, de leurs imageries et le

diagnostic final sont présentées en Tableau V.



Nombre Age
Diagnostic de (ans) Clinique Imagerie
patients
Dysplasie fibreuse 1 33 Asymptomatique, découverte TDM: Lésion condensante, limites trés nettes
ysp fortuite IRM: HypoT1, pas d'anomalie des parties molles
Fibrome cémento- 1 70 Asymptomatique, découverte TDM: Lésion condensante makxillaire et deux
ossifiant fortuite mandibules, limites trés nettes
2 7-10 | Frére et soeur. Tuméfaction TDM: |ésion condensante et lytique avec
Maladie de Caffey douloureuse évoluant par hyperostose, appositions périostées
poussées
Syndrome de Protée 1 56 Dysmorphie, hypertr.ophi.e TDM: |ésion condensante et lytique avec
acquise du membre inférieur hyperostose
Histiocytose 1 22 Doule.ur temporo- TDM: lésion lytique de progression rapide
mandibulaire
Carcinome adénoide 1 62 Douleur mandibulaire TDM: |ésion lytique de progression lente
Carcinome 2 54-79 | Douleur, lésion gingivale TDM: |ésion lytique de progression lente
épidermoide
. 1 51 Douleur, trismus TDM: |ésion condensante et lytique, réaction
Metastase S
périostée profuse

Tableau V - Caractéristiques cliniques et radiologiques des diagnostics différentiels.

Les imageries des dix patients sont présentées en Annexe 4.

Une patiente de 33 ans avait eu une scintigraphie osseuse pour exploration de
douleurs articulaires, celle-ci a retrouvé une hyperfixation mandibulaire asymptomatique.
Le caractére asymptomatique et I'aspect radiologique trés dense et bien limité ne
concordaient pas avec un diagnostic d’ostéomyélite mais avec une dysplasie fibreuse.

Une patiente de 70 ans avait un panoramique dentaire avant une extraction
retrouvant des lésions asymptomatiques condensantes du maxillaire et des mandibules.
Le caractére asymptomatique et l'aspect radiologique orientaient vers un fibrome
cémento-ossifiant.

Un frére et une sceur ont développé a quelques années d’intervalle le méme
tableau cliniqgue de tuméfaction douloureuse évoluant par poussée de la mandibule pour
'un et du maxillaire et de la mandibule pour l'autre. La clinique, I'histologie et I'imagerie
étaient compatibles avec une ostéomyélite aseptique. Le caractére familial de I'atteinte a
fait évoquer une maladie de Caffey (mutation de COL1A1l) non confirmée chez nos
deux patients, cependant certains auteurs ont émis I'hypothése qu’il s’agirait d’une
maladie du méme spectre que TOCMR (88).

Un patient de 66 ans consultait en rhumatologie pour une déformation unilatérale

acquise d’'un membre inférieur. |l avait présenté 10 ans avant une Iésion condensante et



ostéolytigue avec hyperostose de la mandibule traitée par hémi-mandibulectomie.
L’association des deux atteintes avait fait poser le diagnostic de syndrome de Protée.

Une patiente de 22 ans, ayant pour antécédent connu une histiocytose
langerhansienne avec localisation temporale, se plaignait de douleur temporo-
mandibulaire. L'imagerie montrait une lyse rapidement progressive de la mandibule,
I'histologie avait montré une localisation mandibulaire de I'histiocytose.

Une patiente de 62 ans présentait des douleurs mandibulaires depuis 2 ans, les
imageries avaient retrouvé une lésion lytique et I'histologie faisait le diagnostic d’un
carcinome adénoide kystique (ou cylindrome) avec envahissement osseux.

Deux patients de 54 et 79 ans présentaient une ulcération muqueuse buccale
associée a des douleurs mandibulaires. Les TDM montraient des lésions lytiques de
progression lente, I'analyse histologique retrouvait un carcinome épidermoide avec
envahissement osseux.

Une patiente de 51 ans décrivait des douleurs temporo-mandibulaires depuis 7
mois, une TDM retrouvait une lésion lytique et condensante avec des appositions
périostées solides et spiculées et I'histologie montrait un adénocarcinome indifférencié.
Le bilan d’extension retrouvait un cancer pulmonaire avec métastases osseuses

multiples et surrénales.

D’autres diagnostics devant une Iésion de la machoire sont rapportés dans la
littérature notamment de nombreux types de tumeurs bénignes ou malignes, ou reliés a

une pathologie systémique que nous n’évoquerons pas ici.

5. Traitements des ostéomyélites de la machoire

De maniére cohérente avec la littérature, les antibiotiques n’étaient pas efficaces
dans les ostéomyélites aseptiques alors que les traitements a visée rhumatologique
paraissaient encourageants (41). Cependant dans notre étude, 55% des patients du
groupe ostéomyélite aseptique traités par antibiotiques présentaient une amélioration
des symptomes puis une récidive. Cela peut s’expliquer d’'une part par les effets anti-
inflammatoires propres de certains antibiotiques notamment des macrolides (89-91) et
d’autre part par I'évolution spontanée de la poussée. Dans notre série de patients, sur

34 cures de macrolides ou apparentés chez les patients du groupe aseptiques, 19 cures



avaient été suivies d’'une récidive (56%) et 13 étaient inefficaces (38%). Cependant,

I'effet est seulement suspensif et les symptémes réapparaissent a I'arrét de la prise.

Les biothérapies montraient également des résultats encourageants. Les
molécules utilisées étaient principalement des anti-TNFa (n=6/7) et un anti-1L12/IL23
(ustékinumab). Les anticorps monoclonaux ciblant I'lL1 n’ont pas été testés a notre
connaissance dans I'ostéomyélite aseptique de la machoire, alors qu’ils montrent des
résultats intéressants dans le SAPHO avec 85% d’efficacité musculo-squelettique
(69,92,93) et dans ’OCMR (94,95). Le role de I'lL1 a été montré dans plusieurs
pathologies auto-inflammatoires osseuses avec une augmentation de sa production. De
plus, il a été rapporté que Cutibacterium acnes augmente le relargage d’IL1 et active
'inflammasome aboutissant a une différenciation des précurseurs en ostéoblastes (96).
On peut donc émettre '’hypothése que l'interaction entre la microbiologie buccale et le
systeme immunitaire pourrait étre un facteur déclenchant de 'ostéomyélite aseptique de
la machoire. Ainsi, les anticorps anti-IL1 pourraient étre un piste intéressante dans le
traitement des ostéomyélites aseptiques de la machoire si on émet I'lhypothése qu’elle

appartient au groupe des maladies auto-inflammatoires médiées par la voie de I'lL1.

Au total, l'évaluation de [lefficacité des traitements reste difficile dans les
ostéomyélites inflammatoires en raison de I'évolution par poussées récurrentes plus ou
moins réguliéres. Une amélioration peut étre interprétée comme une efficacité d’un
traitement ou comme I'évolution spontanée d’une poussée. Il faudrait des études
prospectives a plus grandes échelles avec un suivi sur plusieurs années pour permettre
d’affirmer [l'efficacité des traitements, cependant la rareté de cette pathologie en

complique la faisabilité.

6. Limites

Il s’agissait d’'une étude rétrospective descriptive a visée exploratoire comportant
donc les biais inhérents a ce type d'étude et notamment un nombre important de
données manquantes. Cependant, elle a tout de méme permis de faire une description
clinique et radiologique d’'une série d’ostéomyélite, ainsi que de mettre en évidence des
caractéristigues permettant un diagnostic différentiel entre ostéomyélite septique et

aseptique.



Notre méthode de classification diagnostique en ostéomyeélite aseptique ou
septique était basée sur une vision globale du dossier en fonction d'un faisceau
d’arguments cliniques, radiologiques, histologiques et thérapeutiques. Cette méthode
comporte un risque de raisonnement circulaire, en effet nous risquons d’induire un biais
dans l'analyse statistique de critéres que nous utilisons dans notre faisceau d’arguments
diagnostiques. Cependant, I'ostéomyélite de la machoire est rare et il n'existe pas de
Gold standard diagnostique. De plus, cette méthode est validée et appliquée dans les
études ayant pour but d’établir des criteres diagnostiques.

Enfin, nous avons réalisés des tests statistiques multiples avec le biais de
comparaison multiples qu’ils comportent. Puisqu’il s’agissait d’'une étude exploratoire,

nous n’avons pas réalisé de tests de correction.

7. Proposition de stratégie de prise en charge

En conclusion, nous proposons une conduite a tenir devant une Iésion de la

machoire présentée en Figure 19.

Un patient présentant des poussées douloureuses de la machoire pourra étre
amené a avoir des examens d’'imagerie. D’emblée, un diagnostic différentiel peut étre
évoquée en fonction du contexte et de I'imagerie. Par exemple, en cas de radiothérapie
locale pour un cancer des voies ORL, une ostéoradionécrose sera évoquée ; en cas de
prise de bisphosphonates a fortes doses, une ostéochimionécrose sera envisagée ; en
cas de cancer métastatique a 'os, une localisation mandibulaire sera recherchée ; en
cas d’appositions périostées discontinues profuses, une tumeur maligne primitive

osseuse pourra étre évoqueée.
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Figure 19 - Proposition de conduite a tenir devant une suspicion d’ostéomyélite de la machoire

Si le tableau clinico-radiologique est évocateur d’'une ostéomyélite plusieurs

étapes diagnostiques sont nécessaires. Tout d’abord la recherche d’arguments pour une

cause infectieuse, ils seront surtout cliniques tels que la présence d’un mauvais état

bucco-dentaire, d’'un écoulement, d’'une ulcération muqueuse, d’'une fistule ou d’un

abces/cellulite faciale. A 'imagerie, on recherchera la présence d’un abcés dans les

tableaux aigus et d’'une ostéolyse dans la portion dentée. En cas de présence de ces

arguments, il faudra réaliser un prélévement par biopsie osseuse avec analyse

bactériologique et

histologique afin d’adapter

'antibiothérapie au(x) germe(s)

retrouvé(s). Une prise en charge pluridisciplinaire avec les infectiologues sera alors

idéale pour un suivi global de la pathologie.
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En I'absence d’argument franc en faveur d’une étiologie infectieuse, il faudra
rechercher ceux pour une ostéomyélite aseptique. Il faut rechercher au moins a
l'interrogatoire des antécédents ou signes cliniques rhumatologiques et dermatologiques
en faveur d'un SAPHO (ostéite, arthrite, acné, psoriasis), réaliser une scintigraphie a la
recherche d’autre localisation d’ostéite symptomatique ou non. Les signes radiologiques
évocateurs seront une lésion condensante au sein de laquelle pourront exister des
plages d'ostéolyses et la présence d’'une hyperostose. Si ces arguments sont retrouvés,
le patient pourra alors étre adressé a un rhumatologue pour examen clinique plus
approfondi et décision de prise en charge thérapeutique par traitements a visée
rhumatologique.

En l'absence d’argument en faveur d’'une étiologie infectieuse ou inflammatoire,
un prélevement par biopsie osseuse avec analyse en bactériologie et en
anatomopathologie devra étre réalisé. Une concertation entre chirurgiens maxillo-
faciaux, radiologues, infectiologues et rhumatologues semble alors justifiée afin de

discuter de la prise en charge adaptée devant ces cas complexes.



V) Conclusion

L’ostéomyélite de la machoire est une pathologie rare et le diagnostic différentiel
entre ostéomyélites septigues et aseptigues est souvent difficile. La distinction
physiopathologique entre étiologie infectieuse et inflammatoire n’est pas absolue, en
effet il existe de nombreuses interactions entre microbiotes et voies de I'inflammation.

Ce travail rétrospectif a permis d’apporter des éléments de réflexion sur les
traitements des ostéomyélites aseptiques et nous avons pu proposer une stratégie de
prise en charge devant une suspicion d'ostéomyélite de la machoire. En cas
d’ostéomyélite aseptique, la prise en charge conjointe avec le rhumatologue permet de
rechercher une maladie systémique associée et d’apporter I'expérience des traitements
a visée rhumatologiques tels que les AINS, les corticoides, les bisphosphonates voire
les biothérapies.

Cependant, de nouvelles études prospectives a plus grande échelle
(multicentriques voire internationales) seraient nécessaires devant la rareté de cette

pathologie afin d’évaluer la pertinence de cette stratégie.
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ANNEXES

Annexe 1 - Profil des bactéries a la surface des dents de 5 sujets sains d’aprés Aas (4).

Subject #
- » 12345
—_— Streptococcus mitis; AF003929 | I
gtreptococcus c'lfgne EKO;gé) 8A3FI‘ 385574 ER_ 0N
treptococcus infantis; A 5 OO0
o I dotecind. Streptococcus clone DP009; AF432132 B0
B s gf tglal Streptococcus clone DN025; AF432131 8 §N
s Streptococcus strain H6; AY005041 m BEEn
Streptococcus parasanguinis; X53652 B0
Streptococcus clone FNOS1; AF432135 B m
Streptococcus cristatus; AB0O08313 B10O0
Streprococcus clone FN042; AF432134 OO0 08
Streptococcus peroris, AB008314 B100
Streptococcus sanguinis; AF003928 I o
Streptococcus clone AY020; AF385545 B 100
Streptococcus gordonii; AF003931 mE 0
I Streptococcus intermedius; AF104671 CICHmCo)
Abiotrophia defectiva, D50541 (I
_:Granulicatella adiacens; D50540 [ | B N
‘—EGemeIIa haemolysans; M58799 OEEm0
Gemella morbillorum: 1.14327 BOEO0
Corynebacterium matruchotii; X82065 O0O00m
4|__(— Corynebacterium clone AK153; AF287755 [ | | | |
Corynebacterium durum; Z97069 OO
— Rothia strain CCUG 25688; Y 13025 |
Rothia dentocariosa; MS9055
. - —— Actinomyces odontolyticus; AJ234040
Actinomyces naeslundii 11; X53225
Actinomyces clone AG004: AF287747
Actinomyces clone BLO08; AF385553

ooOomED
H
O]
O

Actinomyces clone AP064; AF287749
r~ Veillonella clone AA0S0; AF287782
Y Veillonella parvula or V. dispar;, X84006/X84005

_:Leplom‘chia clone DT031; AF366276
eptotrichia clone E1022; AF385572

Fusobacterium clone BSO11; AF432130
|E Fusobacterium clone CZ006; AF287810
F. nucleatum subsp. animalis; X55404
Eubacterium clone BU014; AF385563
TM7 clone HD027; AY349415
Campylobacter gracilis;, 1.04320
Lautropia clone FX006; AY 134902
Neisseria bacilliformis; AY 005029
Neisseria clone AP132; AY005027
Neisseria mucosa; AJ247257
Kingella denitrificans; L06166
Neisseria elongata; L06171
Capnocytophaga gingivalis; L14639
— Porphyromonas clone AW032: AF393476
— Porphyromonas clone CW034; AY008310
=1 Prevotella clone BU03S: AF385564
I Prevotella nigrescens; 1.16471
Prevotella clone BE073; AF385551
Prevotella melaninogenica; 116469
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Annexe 2 - Proposition de classification des ostéomyélites par Suei et al. (11).

Mandibular osteomyelitis

Bacterial esteonyelitis

Osteomyelitis in SAPHQ syndrome

Synonyms

Canse

Sex

Painfswelling

Suppuration/abscess
formation

Radiographic findings

Histologic finding

Antibiotic therapy

Prognosis

Complications

(acute) suppurative ost.
(chronic) suppurative ost.
secondary chronic ost

bacterial infection
male predominance
ves

ves

osteolytic pattern
sequestrum formation
lamellated type p.r.

inflammation of bone
abscess, necrolic tssue
sequester formation

effective
good

(cured within & months)
none

(chronic) diffuse sclerosing ost
chronic sclerosing ost.

primary chronic ost.

osteomyelitis sicca

chronic sclerosing nonsuppurative ost.
chronic recurrent multifocal ost
unknown

female predominance

ves

no

mixed pattern

solid type por.

external bone resorption

bone enlargement

inflanimation of bone

reactive hyperplasia of bone

resemblance to fibrous dysplasia

ineffective

(antiinflammatory drugs including corticosteroids
and pamidronate treatment are recommended)
Poor

(often continues more than & months)
osteomyelitisfarthritis at the other bones/joints
skin diseases (palmoplantar pustulosis, pustular psoriasis, acne)

(dsr, osteormyelitis; por. periosteal reaction.



Annexe 3 - Cahier de recueil des données.

CAHIER D'OBSERVATION

Caractéristiques et classification des ostéomyélites de la
machoire du Grand Ouest

Centre :

N® d'inclusion |_|_l 1= lettre Nom|__| 1% lettre Prénom|__|

Date d'inclusion | I

Investigateur:

DEMOGRAPHIE
- Sexe
Féminin o Masculin o
- Date de naissance
LU W o o W
- Age ala premiére consultation
ans
- Antécédents
= Maladie articulaire
Cui = Non =
TYPE . o

= Maladie auto-immune
Qui o Non =
Type:

= Autres - Type:

CRITERES D'INCLUSION

Patient ayant une ostéomyélite de la machoire confirmée
radiologiguement, depuis = 3 mois

Quio Non o
CRITERES DE NON INCLUSION
Antécédent de radiothérapie de la machoire

Quic MNon o
Antécédent d'ostéonécrose de la machoire

Cuio Mon o

Ostéomyélite survenant a la suite d'une fracture ou d'une chirurgie
Quio MNon o

HISTOIRE DE LA MALADIE

- Date des premiers symptémes :
Date : ND o

- Soins dentaires dans les 6 mois précédents les symptémes :

Oui = Non =
TP ©

- Infection dentaire aigué initiale -

Oui = Non =
- Date de la premiére consultation :

Date - ND =
- Date du diagnostic définitif -

Date ND =

- Date des derniéres nouvelles :

67



CLINIQUE

Symptdmes locaux 3 la premiére visite

Symptdmes ostéo-articulaires auires

* Douleur
Oui o Mon o ND =z
= Tumeéfaction
Oui = Men = WD =
= Limitation ouverte buccale
Qi o Menz ND o
= Ecoulement
Qui o Non o HND o
= Etat bucco-dentaire (Bon, intermédaire, mauvas)
= Fstule
Oui = Man = ND =
= Ulcération mugueuse
Qi o Mon o ND 2
= Troubles sensiifs V3
Qui o HNenc ND =
Figvre
Oui = Man = ND =
Adenopathie Owi = Man = ND =
- Sympidmes cutanés :
* Pustulose paime-plantaire
Quiz Maon =
= Acné
Oui o Man o
* Psonasis
Oui = Mon =
= Autres
IMAGERIE
- Panoramigue dentaire
Date s CQuio Non o NF o ND =
Oui [ Non [ Indéterminé
Siége
(Symphyse, Corps, Angie, Branche
maontante, Condylz)
Pathologique | |
Erosions [ [
Périoste (Nombre)
Appositions | |
(Lamedaire, Solide,
mixtg)
Condensation
Médullaire Ostéolyse
Mixte
Hypertrophie de 'os
Bord de la [ésion
(FloueMNette)
- TDM/CB
Date Cui o Non o NF o ND =
Oui [ Non [ Indéterminé
Siége

(Symphyse, Corps, Angle, Branche
montante, Condyle)

= Dstéite
Owi = Non =
Localisation(s)
= Menparthrite
Oui o MNon =
= Qbgoanhrite
Oui = MNon =
= Polyarthrite
Oouii = MNon =
= Afteinte axiale
Cui = MNon =
= Arhralgies inflammatoires
Cui = MNon =
BIOLOGIE
Leucocytes
Waleur MND =
Date U e
CRP
aleur MD =
Date [ o
Vs
Valeur MND =
Date
- IRM
Date: ... Quio Non o NF o ND =
Oui Non Indéterminé
Infiltration médullaire
Inflammation péri-osseuse
Abcés
Epaississement parties molles
- Scintigraphie osseuse
Date: ..o Quio MNon o NF o ND =
Oui Non ND

Hyperfixation lésion

Multifocale

Si oui, localisation

BIOSPIE /| PRELEVEMENTS PER-OPERATOIRES

- Histologie

Pathologique

N° prélévement | Date du prélévement

Description anatomopathologique

Erosions

Périoste (Nombre)

1

Appositions
(Lameifiaire, Solide,

mixte)

2

Condensation

3

Meédullaire Ostéolyse

Mixte

Hypertrophie de I'os

Bord de la [ésion
(FloueMNette)

Evolution - Condensation/Ostéolyse, Hyperostose, Normalisation




- Bactériologie

N® Prélévement [ Date du prélévement

Négatif / Positif / Identification

1

TRAITEMENTS CHIRURGICAUX

- Décortication mandibulaire

2

Date de l'intervention Aspect per-opératoire.

Résultats

(Efficace, Récidive, ineffizacs)

3

4

TRAITEMENTS MEDICAUX

- Antibiotiques
CQuio MNon o
Date de dsbut Molécule(s) Durée rmace, oAl e
- AINS
COui o MNon o
Sioui: Efficace o Récidive o Inefficace o
- Corticoides
Quio Non o
Sioui: Efficace o Récidive o Inefficace o
- Bisphosphonates
Qui o MNon o
Sioui: Efficace o Récidive = Inefficace o
- Anti-TNF alpha
Cui o MNon o
Sioui, Type: .o
Sioui: Efficace o Récidive = Inefficace o

- Drainage abcés

Oui =
Sioui Efficace o Récidive o
- Reésection zone atteinte
Oui =
Sioui: Efficace = Récidive o

Non o

Inefficace o

Non =
Inefficace =




Annexe 4 - Imagerie des diagnostics différentiels.

A: Coupe axiale. Dysplasie fibreuse. B: Coupe axiale. Fibrome cémento-ossifiant. C: Coupe
axiale. Maladie de Caffey. D: Coupe axiale. Histiocytose langerhansienne. E: Coupe axiale.
Carcinome épidermoide. F: Coupe frontale. Métastase de cancer pulmonaire.
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Titre de These : Ostéomyélite de la machoire : septique ou aseptique ?

RESUME

L’ostéomyélite aseptique de la méachoire est une pathologie rare et le diagnostic
différentiel avec I'ostéomyélite infectieuse peut s’avérer complexe.

Nous avons mené une étude rétrospective sur une série de patients suivis au CHU de
Nantes pour une ostéomyélite de la machoire. Vingt-quatre patients présentaient une
ostéomyélite aseptigue dont 7 inclue dans un syndrome SAPHO et 2 ostéites
chroniques multifocales récurrentes ; tandis que 19 patients avaient une ostéomyélite
septique. La présence d’un écoulement intra-buccal, d’'une fistule ou d’'une ulcération
muqueuse était évocatrice d’'une étiologie infectieuse. Les lésions d’ostéomyélites
aseptiques étaient typiquement condensantes avec une hyperostose, contrairement
aux lésions d’ostéomyélites infectieuses qui étaient sur la portion dentée de la
mandibule, lytiques et parfois associées a un abcés des parties molles. La présence
d’'une fibrose des espaces médullaires et d’un infiltrat mononucléé sur les analyses
histologiques permettait d’orienter le diagnostic vers une étiologie inflammatoire, alors
qgu’un infiltrat polynucléaire avec amas bactérien orientait vers une étiologie septique.
L’analyse bactériologique permettait d’adapter I'antibiothérapie aux germes retrouvés
lors des ostéomyélites septiques. Les antibiotiques n’étaient pas efficaces dans le
groupe aseptique contrairement au groupe septique. Les traitements a visée
rhumatologiques tels que les AINS, les corticoides, les bisphosphonates et les
biothérapies semblaient encourageants, mais le faible effectif de notre étude ne permet
pas de conclure a une efficacité.

Notre étude a permis de proposer une stratégie de prise en charge devant une
suspicion d’ostéomyélite de la machoire en intégrant le rhumatologue a la recherche
d’'une pathologie systémique associée. Des études prospectives a plus grande échelle
sont nécessaires pour évaluer I'efficacité de traitements dans I'ostéomyélite aseptique
de la méachoire.

MOTS-CLES

OSTEOMYELITE, MACHOIRE, INFLAMMATOIRE, ASEPTIQUE, SAPHO, OSTEITE CHRONIQUE
RECURRENTE MULTIFOCALE, SEPTIQUE, CLINIQUE, IMAGERIE
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