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‘ ABSTRACT ’ Brown tumors are a rare non-neoplastic lesion of late onset, resulting from an abnormality of bone metabolism during

hyperparathyroidism. Their localization in the facial skeleton is rare. The positive diagnosis is based on a beam of
arguments and conditions the management; the treatment depends on the etiology. We report a unicentric retrospective descriptive study,
including 4 patients, carried out in the department of oral and maxillofacial surgery of the Mohammed V armed forces hospital in Rabat, over a
15-year period, from January 2007 to January 2022. According to the inclusion criteria, 04 patients were recruited in our study, all female, aged
between 19 and 41 years, with no family history. Mandibular location was found in one patient, maxillary location in two patients, and maxillo-
mandibular location in one patient. Primary hyperparathyroidism on parathyroid adenoma was found in 2 cases, secondary hyperparathyroidism
on chronic renal failure in 1 case and tertiary hyperparathyroidism in 1 case. The treatment of the tumor was surgical in 2 cases (one tumor
removal and one conservative surgical management) and medical in 2 cases. Two patients benefited from a parathyroidectomy. A complete
regression was observed in 75% of cases. This study shows the importance of evoking the diagnosis of a brown tumor in the facial skeleton when
a patient presenting hyperparathyroidism with giant cells on histological examination shows the presence of bone call points, even if they are rare
and/or late. Management is multidisciplinary. Surgical removal is indicated in case of failure of medical treatment, absence or delay of tumor
regression after parathyroidectomy, and will depend on the volume of the localization and the impact of the tumor. It would therefore be
judicious, in the case of a giant cell tumor of the facial skeleton, to establish algorithms allowing a rapid and precise diagnosis guaranteeing an
adequate management.
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INTRODUCTION:

Les tumeurs brunes sont des Iésions non néoplasiques rares (1,5 a 4,5
%) d'apparition tardive [1,2], résultant d'une anomalie du métabolisme
osseux dans le cadre d'une hyperparathyroidie primaire, secondaire et
rarement tertiaire, pouvant affecter tout le squelette osseux, avec une
atteinte mono ou polyostotique [3]. Leur localisation au niveau du
massif facial est rare avec une prédilection pour la mandibule, et
constitue exceptionnellement un mode de révélation des
hyperparathyroidies [4-7]. Elles représentent un véritable piege
diagnostique en l'absence de signe d'appel significatif, exposant de ce
faita des prises en charge parfois tardives ou inadaptées.

MATERIELS & METHODES:

Nous rapportons ici une étude rétrospective unicentrique, réalisée au
sein du service de chirurgie maxillo-faciale et stomatologie de
I'Hopital Militaire d'Instruction Mohammed V de Rabat sur une
période de quinze ans allant de janvier 2007 a janvier 2022. Ont été
inclus dans cette étude tous les patients présentant une tumeur du
massif facial pour laquelle I'étude histologique est revenue en faveur
d'une tumeur a cellules géantes et chez lesquels le bilan biologique a
mis en évidence une hyperparathyroidie primaire, secondaire ou
tertiaire. Les données concernant le malade et la maladie ont été
recueillies. Les patients ont bénéficié d'un traitement médical et/ou

chirurgical. Le suivi a été essentiellement clinique et biologique.

RESULTATS:

Selon les criteres d'inclusion 4 patients ont été recrutés au sein de notre
étude, tous de sexe féminin, avec une moyenne d'age de 32 ans, ne
présentant pas de cas similaire dans la famille. La valeur moyenne de la
parathormone était de 1609 pg/ml. La localisation mandibulaire a été
retrouvée chez une patiente, maxillaire chez 2 patientes, et maxillo-
mandibulaire chez une patiente. Nous avons colligé une
hyperparathyroidie primaire (sur adénome parathyroidien) dans 2 cas,
une hyperparathyroidie secondaire (sur insuffisance rénale chronique)
dans un cas et une tertiaire dans un cas. Le traitement de la tumeur a été
chirurgical dans 2 cas (une exéreése tumorale et un traitement
conservateur) et médical dans 2 cas. Une parathyroidectomie a été
réalisée chez 2 patientes. Une régression compléte a été objectivée
dans 3 cas.

Observation n®1 (Fig. 1-4)

Patiente de 41 ans édentée adressée pour une tuméfaction maxillaire
gauche douloureuse, ayant comme antécédent : un diabete de type 11
sous traitement, une tuberculose pulmonaire traitée, une ostéite du
radius gauche pour laquelle elle a été opérée. Aucun antécédent
familial n'est noté.
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La réalisation d'un orthopantomogramme et d'un scanner du massif
facial ont permis de mettre en évidence une Iésion ostéocondensante
bien limitée du maxillaire gauche et un kyste prémaxillaire
asymptomatique. Une exérése chirurgicale de la tumeur maxillaire a
été réalisée sous anesthésie générale ; I'étude anatomopathologique de
la piece opératoire était en faveur d'un fibrome ossifiant.

L'évolution a été¢ marquée par l'apparition six mois plus tard d'une
asthénie avec amaigrissement important et des douleurs osseuses et
articulaires intenses. Cliniquement nous avons retrouvé des douleurs
du rachis dorsal et lombaire, une tumeur de 1'os frontal, ainsi qu'une
masse cervicale au dépend du lobe droit de la glande thyroide.

Des radiographies osseuses ont révélé : une déminéralisation générale
avec de multiples Iésions ostéolytiques des os longs de 1'os frontal et
des mains, des fractures pathologiques au niveau de I'humérus droit de
la fibula gauche du bassin et des cotes. Une tomodensitométrie et une
échographie cervicales ont montré une masse d'environ 30 mm
siégeant sur le lobe droit de la thyroide. Un bilan biologique a révélé
une hypercalcémie avec phosphatémie normale et une insuffisance
rénale.

La patiente a donc été mise sous biphosphonates et hyperhydratation.
La parathormone (PTH 1-84) est revenue tres élevée (2366 pg/ml) en
faveur d'une hyperparathyroidie. Les marqueurs tumoraux étaient
normaux et la tomodensitométrie thoraco-abdominopelvienne était
sans particularité.

Le diagnostic de tumeurs brunes sur hyperparathyroidie primaire est
donc posé et la patiente a bénéficié d'une thyroidectomie droite ;
I'examen histologique a confirmé I'existence d'un adénome
parathyroidien. L'évolution a été favorable sur les plans clinique et
biologique, notamment par : une disparition des douleurs osseuses et
une normalisation de la calcémie et de la parathormone (27 pg/mla 21
jours post opératoire).

.

Figure 1: Figure 2: Figure 3:
Aspect Orthopantomo Radiographie
Clinique gramme de lamain

Figure 4: Tomodensitométrie du massif facial - Lésion
ostéocondensante bien délimitée de la tubérosité maxillaire associée a
une lésion ostéolytique

Observation n° 2 (Fig. 5-7)

Patiente agée de 32ans, hémodialysée chronique, suivie pour une
hypertension artérielle, et une hyperparathyroidie secondaire, opérée
pour une fracture pathologique de l'extrémité supérieure du fémur
gauche et pour un adénome parathyroidien droit, mise sous
supplémentation calcique et vitamine D, sans antécédents familiaux.
Admise pour prise en charge d'une tumeur maxillomandibulaire,
augmentant progressivement de taille.

L'examen clinique trouvait une patiente en mauvais état général, OMS
3, pale, avec une dysmorphie faciale au dépend de I'étage moyen, une
tuméfaction bilatérale du maxillaire, dure, indolore, fixe, sans déficit
sensitivomoteur. Au niveau buccal, on a objectivé une ascension de la
levre supérieure avec effacement des sillons nasogéniens et un signe de
Vincent négatif ; en endobuccal, on avait un mauvais état
buccodentaire, une tuméfaction dure, indolore avec protrusion du
maxillaire au dépend du palais mou et dur ainsi que de 1'os alvéolaire,
avec comblement du vestibule et de la sphére orale responsable d'une

malocclusion. Une saillie au niveau de la racine du nez avec une
dépression du dorsum étaient remarquables. Les aires ganglionnaires
cervicales étaient libres. Par ailleurs, nous avions trouvé une boiterie
associée a des douleurs diffuses accentuées au niveau de 1'articulation
coxofémorale gauche et de la cheville droite tuméfiée.

La patiente a bénéficié d'une biopsie osseuse maxillomandibulaire
revenue en faveur d'une tumeur a cellule géante, d'un bilan
morphologique comprenant une radiographie du massif facial,
objectivant des opacités diffuses mal limitées a prédominance
maxillaire avec des lésions condensantes et des 1ésions de densité
mixte ainsi que des radiographies du bassin et des membres inférieurs
en faveur de 1ésions ostéolytiques. Deux tomodensitométries ont été
réalisées : I'une thoraco-abdomino-pelvienne revenue en faveur d'une
atrophie rénale bilatérale, l'autre du massif facial montrant une
hypertrophie osseuse en verre dépoli prédominant au niveau du
maxillaire et de la mandibule avec un comblement des sinus
maxillaires et un aspect de dent flottant. Le bilan biologique montrait
une anémie sévere associée a une pancytopénie avec une calcémie
normale et une hyperphosphatémie ; la parathormone était 37 fois
supérieure a lanormale ; la ferritine et 1a TSHus étaient tres élevées.

Le diagnostic d'une tumeur brune sur une hyperparathyroidie tertiaire
a été retenu. Devant le stade évolué de la tumeur et son caractére
polyostotique, nous avons opté pour une prise en charge
endocrinologique premi¢re avec complément par une
parathyroidectomie voire une thyroidectomie totale ; une
tumorectomie avec un potentiel traitement prothétique seront
envisagés en cas de persistance tumorale entrainant un retentissement
important.

Figure 6 : Radiographies du crane
etdubassin

Prolifération osseuse mixte hypertrophiante associant des lésions
ostéocondensantes et ostéolytiques en verre dépoli maxillo-
mandibulaire

Observation n° 3 (Fig. 8-10)

Mme F.H édgée de 37 ans, sans antécédents notables aussi bien
personnels que familiaux, consulte pour une tuméfaction mandibulaire
gauche endobuccale fixe par rapport au plan profond, en regard de la
dent 36 absente, dure indolore, recouverte par une muqueuse gingivale
érythémateuse par endroit, apparu depuis 3 mois et augmentant
progressivement de taille ; le reste de l'examen clinique est sans
particularité.

Un orthopantomogramme et une tomodensitométrie du massif facial
montraient de multiples masses ostéolytiques de la symphyse et de la
branche horizontale gauche de la mandibule. L'étude histologique de la
masse réalisée sous anesthésie locale était en faveur d'un carcinome
épidermoide, motivant la réalisation d'un bilan d'extension tumorale
revenu sans particularité. L'exploration biologique a mis en évidence
une hypercalcémie importante avec hypophosphatémie, motivant
ainsi le dosage de la parathormone revenu élevée (876 pg/ml),
témoignant d'une hyperparathyroidie sans hyperplasie des
parathyroides. Devant cette donnée, une nouvelle biopsie a été réalisée
concluant a une tumeur a cellules géantes confirmée apres relecture des
lames. Le diagnostic de tumeur brune mandibulaire sur
hyperparathyroidie primaire est donc posé et la patiente mise sous
traitement médical : biphosphonates et calcimimétiques.

L'évolution a été marquée par la normalisation des troubles phosphocalciques
etlarégression quasi-totale de latumeur brune mandibulaire.
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Figure 8 : Figure 9 : Figure 10 :
Aspect clinique Orthopantomo Evolution sous
initial gramme traitement

Observation n° 4 (Fig. 11-12)

Patiente de 19 ans, en insuffisance rénale chronique sur néphropathie
hémodialysée, sans antécédents familiaux, qui a présenté une
tuméfaction maxillaire droite d'environ 3cm de diamétre, dure, fixe par
rapport au plan profond, Iégerement douloureuse, bombant au niveau
du palais dur homolatéral et comblant le vestibule supérieur jusqu'en
rétro-molaire avec inflammation des muqueuses gingivale et palatine
par endroit associée a une mobilité des dents sous-jacentes 16 et 17
cariées , apparue six semaines avant la consultation ; les aires
ganglionnaires cervicales ¢taient libres. Par ailleurs, des douleurs
ostéo-articulaires des extrémités sont rapportées.

Sur le plan radiologique, il a été noté au niveau maxillaire droit, une
Iésion ostéolytique de 3cm, excentrée, soufflant sa corticale ainsi que
l'os palatin homolatéral et faisant saillie dans le sinus droit, sans
envahissement des parties molles ; au niveau des membres ont ¢té
objectivées des 1ésions ostéolytiques multiples et éparses. L'imagerie a
comporté un orthopantomogramme, des radiographies des membres
ainsi qu'une tomodensitométrie du massif facial.

Une biopsie de la tumeur avec extraction de la dent 26 sous anesthésie
générale a conclu a une tumeur a cellules géantes.

Vu le contexte d'insuffisance rénale chronique, des examens
biologiques ont montré une augmentation notable de la parathormone
a 789 pg/ml, une hypocalcémie et une hyperphosphatémie ; ce qui a
contribué a poser le diagnostic de tumeur brune sur hyperparathyroidie
secondaire.

La patiente a ét¢ mise sous traitement médical a base de carbonate de
calcium et de calcitriol avec une évolution favorable.

Dy

>

Figure 11 : Aspect clinique

_—— ‘ -t

axiale Lésion ostéolytique du maxillaire droit

DISCUSSION:

La localisation maxillo-faciale des tumeurs brunes a été décrite pour la
premiére fois en 1934 par Albright [8]. La tumeur brune est une tumeur
bénigne qui touche les patients atteints d'hyperparathyroidie soit
primaire, due a un adénome parathyroidien (80-90%), soit secondaire
ou tertiaire, en rapport avec une insuffisance rénale chronique [3, 9].
Elle est la conséquence d'une résorption osseuse par exces d'activité

des ostéoclastes et d'un remplacement par du tissu fibrotique et des
cellules géantes. Asymptomatique et de découverte fortuite le plus
souvent, elle peut étre révélée selon la taille, la localisation et le
retentissement [2]. Néanmoins, il est a noter qu'une tumeur brune est
exceptionnellement le premier et le seul témoin d'une
I'hyperparathyroidie [10].

L'incidence des tumeurs brunes était de 1,5 a 1,7 % dans
I'hyperparathyroidie secondaire et de 3 % dans I'hyperparathyroidie
primaire, il y a environ deux décennies [11-14]. Actuellement, cette
incidence est estimée a 0,1 % [15]. Nos deux patients sont de sexe
féminin avec un age compris entre 30 et 45ans, ce qui rejoint les
données de la littérature [13, 16-18], en dehors de deux études dans
lesquelles les cas étaient de sexe masculin [6, 19].

Ces tumeurs se localisent majoritairement au niveau du squelette axial,
au niveau du massif facial, l'atteinte mandibulaire est prépondérante
contrairement au maxillaire qui est rarement atteint [5, 7, 14, 15].

Le diagnostic des tumeurs brunes constitue un vrai défi et repose sur un
faisceau d'arguments : cliniques, radiologiques, histologiques et
biologiques. Au niveau du massif facial, elles s'expriment classiquement
par une tuméfaction osseuse avec ou sans douleur associée, et dans les
cas extrémes par la survenue de fractures pathologiques ; cependant, la
plupart du temps, elles sont asymptomatiques [7]. Sur le plan
radiologique, les clichés standards (de la face et des segments
symptomatiques) et idéalement la tomodensitométrie du massif facial,
montrent soit des lésions ostéolytiques monogéodiques ou
multiloculaires, soit des Iésions ostéocondensantes ; le diagnostic
étiologique pouvant étre posé par la mise en évidence d'un adénome
parathyroidien lors de la réalisation d'une échographie cervicale.
L'examen de référence reste la scintigraphie au méthoxy-
isobotylisonitrile (MIBI) marquée au technétium 99m couplée a une
scintigraphie a l'iode 123 [2,17]. La découverte d'une atteinte
polyostotique est tres en faveur des tumeurs brunes.

L'examen anatomopathologique d'une biopsie osseuse, constitue un
élément clé du diagnostic, mettant en évidence une zone
d'hyperrésorption ostéoclastique contenant un tissu conjonctif
inflammatoire hypervasculaire, des cellules géantes, des dépots
d'hémosidérine responsable de la coloration brunatre ainsi que des
zones de tissu ostéoide remplacant l'os normal [20]. Un bilan
biologique est de mise, a la recherche d'une altération de la fonction
rénale, d'un trouble du métabolisme phosphocalcique et/ou d'un
trouble hormonal traduit par I'élévation du taux de la parathormone.
Les tumeurs brunes du massif facial appartiennent aux lésions a
cellules géantes des maxillaires, dont la distinction sur le plan
anatomopathologique n'est pas évidente, comprenant entre autre : la
tumeur a cellules géantes vraie, le granulome réparateur central a
cellules géantes (GRCCG), la dysplasie fibreuse et le kyste anévrysmal
[21]. Contrairement aux tumeurs brunes qui sont des lésions non
néoplasiques sans aucun potentiel malin, les tumeurs a cellules géantes
vraies sont a fort risque de dégénérescence maligne et exposent a des
métastases pulmonaires imposant de ce fait un traitement chirurgical
radical [13].

L'étiologie des tumeurs brunes est l'indicateur principal du choix
thérapeutique pouvant étre soit un traitement médical a base d'une
supplémentation en calcium et en vitamine D, de biphosphonates,
d'antalgique et de séances d'hémodialyse, le plus souvent dans
I'hyperparathyroidie secondaire, soit en un traitement chirurgical
consistant en l'exérése chirurgicale d'un adénome parathyroidien
(traitement de référence) entrainant une diminution conséquente du
taux de parathormone, une baisse rapide de la calcémie (équilibre
phosphocalcique) et une régression spontanée partielle ou totale, lente
ou notable des tumeurs brunes en cas d'hyperparathyroidie primaire ou
d'hyperparathyroidie secondaire sévere, avec restauration de la
morphologie normale de la face. Dans les cas rares
d'hyperparathyroidie tertiaire, une chirurgie complémentaire d'exérése
des parathyroides voir une thyroidectomie totale peuvent étre
réalisées. La chirurgie des tumeurs brunes maxillo-faciales n'est
réalisée qu'en cas de persistance avec un impact morphologique et
fonctionnel (hyperparathyroidie sévére et persistante), et seulement si
elle est envisageable par la localisation, le volume, le retentissement
[3, 6, 13, 22] ; d'ou I'importance d'une bonne évaluation du rapport
bénéfices/risques.

CONCLUSION:
De cette étude ressort 1'importance d'évoquer le diagnostic de tumeur
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brune au niveau du massif facial devant la survenue d'une
symptomatologie osseuse, bien que rare et tardif, chez tout patient
présentant un tableau en faveur d'une hyperparathyroidie, associée a la
mise en évidence de cellules géantes a I'examen histopathologique. La
prise en charge est multidisciplinaire : endocrinologie, néphrologie,
chirurgie cervico-faciale et chirurgie maxillo-faciale. L'exérese
chirurgicale de la tumeur brune osseuse est indiquée dans les cas
suivants : apres échec du traitement médical, si absence ou retard de
régression tumoral aprés parathyroidectomie. Il serait donc judicieux,
devant une tumeur a cellules géantes du massif facial, d'établir des
algorithmes permettant un diagnostic rapide et précis garant d'une
prise en charge adéquate.
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