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Introduction

Plus de 6000 maladies rares sont dénombrées a ce jour (Orphanet). Parmi elles,

I’amélogenéese imparfaite héréditaire, qui touche 1 personne sur 700 a une personne sur 14000

selon les études (Backman et Holm 1986) (Witkop 1988).

La prévalence des maladies parodontales est élevée dans la population générale. Bien
évidemment, les patients atteints d’AIH y sont également sujet.
Comme nous le verrons, I’AIH présente des manifestations associées fréquentes, telles que la

béance antérieure par exemple.

Cette thése a pour but de comparer les différentes formes d’AIH, du point de vue de la
quantité de plaque et de I’inflammation parodontale.
Afin d’y répondre, une étude rétrospective des cas cliniques du centre de référence de

I’hopital Rothschild a été réalisée. Nous vous présenterons ici les résultats de cette étude.

Dans une premiére partie, nous décrirons les caractéristiques de I’AIH et des maladies
parodontales.

Puis, dans une seconde partie, nous exposerons les résultats de 1’étude rétrospective réalisée.



1 Rappels sur ’amélogenése imparfaite héréditaire et les maladies parodontales

1.1 Amélogeneése imparfaite héréditaire

I1 est important de rappeler les étapes de I’amélogenése, avant de s’intéresser plus
particulierement aux pathologies qui surviennent lors d’une faille dans ce processus de

formation d’émail.

L’émail est la structure la plus minéralisée du corps humain, avec 96 % de phase minérale.

I se forme trés tot dans le développement humain, dés la 14°™ semaine in utéro.

L’amélogen¢se se divise en 3 grandes phases (Nanci 2013) :

- La phase dite pré-sécrétoire, au cours de laquelle les cellules responsables de la formation
d’émail, les améloblastes, acqui¢rent leur phénotype. lls changent ainsi de polarité, et se

préparent a la synthése de protéines dans le but de sécréter une matrice organique.

- La phase sécrétoire, durant laquelle les améloblastes sécrétent la matrice organique amélaire,
comprenant des protéines telles que I’amélogénine, 1’améloblastine, 1’énaméline, la tuftéline,
les protéases (Matrix métalloprotease 20, kalikréine 4). Elle aboutit ainsi a la formation d’un
émail prismatique immature. Le prisme étant la structure élémentaire de 1’émail, composé de

cristaux d’hydroxyapatite.

- La phase de maturation, pendant laquelle la matrice organique est dégradée grace a des

enzymes pour permettre la croissance en largeur et en épaisseur des cristaux d’émail.

1.1.1 Diagnostic et formes cliniques

1.1.1.1 Définition

L’amélogenese imparfaite héréditaire (AIH) correspond & un groupe hétérogene de
défauts d’émail d’origine héréditaire, reflétant une faille dans I’amélogenése normale (Poulter
et al. 2014).

Cette pathologie concerne autant les dents temporaires que les dents permanentes, avec une
atteinte similaire (De la Dure-Molla et Berdal 2015).



Elle concerne 1 personne sur 700 a 1 personne sur 14000 selon les études, en Suede et aux
Etats-Unis (Backman et Holm 1986) (Witkop 1988).

1.1.1.2 Diagnostic

Le diagnostic de I’AIH est avant tout un diagnostic clinique. L’examen radiographique
apporte des informations complémentaires telles que la présence d’un taurodontisme ou une
différence d’opacité entre 1’émail et la dentine.

En 2007, Crawford propose un interrogatoire médical basé sur 4 questions essentielles :

Y at-il d’autres personnes dans la famille avec ces mémes caractéristiques dentaires ?
Les dents sont-elles toutes affectées de la méme maniere ?

Y a-t-il un ordre chronologique avec lequel les défauts sont observés ?

Y a-t-il un événement du passé médical qui pourrait expliquer cette atteinte ?
(Crawford et al. 2007).

Ces 4 questions visent a distinguer des atteintes d’origine environnementale ou

systémique des atteintes génétiques.

1.1.1.3 Classifications

Les défauts de I’émail peuvent étre de deux grands types :

- hypoplasiques. Ils correspondent a une morphologie anormale de 1’émail, parfois

irréguliere ou d’épaisseur réduite.

- hypominéralisés ou hypomatures, lorsque 1’anatomie est normale, mais que la

minéralisation ou la maturation de la matrice amélaire est défectueuse (Molla et al. 2008).
De nombreuses classifications ont été proposées au cours du temps.

Les premiéres classifications proposees étaient basees sur des caractéristiques cliniques.
Ainsi, en 1945, Weinmann distingue 2 types d’ AIH, dans une classification phénotypique :

Hypoplasique d’une part, qui correspond a un défaut quantitatif d’émail, alors quasi-normal,

mais présent en quantité moindre.



Hypocalcifiée d’autre part, en rapport avec un défaut qualitatif d’émail, présent en quantité
normale, mais insuffisamment calcifié (Weinmann et al. 1945).

Darling propose en 1956 une autre classification, basée non seulement sur des données

cliniques, mais aussi sur des données radiographiques et histologiques:

1: piquetée généralisée.

2: stries verticales.

3: amincissement généralisé.

4A: Email crayeux, jaune-brun.

4B: discoloration marquée, émail mou, perte post-éruptive de 1’émail.
5: discoloration généralisée ou localisée, émail friable.

(Darling 1956).

Aujourd’hui, la classification de référence est celle de Witkop, datant de 1988.

Il propose alors une classification mélant le phénotype au mode de transmission de la
pathologie. Avec 4 catégories majeures, elle-méme divisées ensuite en 15 sous-types.



Type | Hypoplasique :

IA : hypoplasie piquetée, Autosomique dominant
IB : hypoplasie localisée, Autosomique dominant
IC : hypoplasie localisée Autosomique recessif
ID : hypoplasie, lisse, Autosomique dominant

IE : hypoplasie, lisse, liée a I’X dominant

IF : hypoplasie rugueuse, Autosomique dominant
IG : émail agéneésique, Autosomique récessif.

Type Il Hypomature :

[1A : hypomature, pigmentée, Autosomique récessif

[1B : hypomature, liée a I’X récessif

I1C : couronne coiffée d’une émail blanc opaque, li¢ a I’X

I1D : couronne coiffée d’un émail blanc opaque, Autosomique dominant

Type 11l Hypominéralisé :

I1IA : Autosomique dominant
I1IB : Autosomique récessif

Type IV Hypomature-hypoplasique avec taurodontisme :

IVA : hypomature-hypoplasique avec taurodontisme, Autosomique dominant

IVB : hypoplasique-hypomature avec taurodontisme, Autosomique dominant

Figure 1 Classification Witkop 1988 (Witkop 1988)

A T’heure actuelle, un autre type de classification tend a s’imposer. Il s’agit d’une
classification moléculaire, prenant en compte 1’évolution des connaissances en matiere de

biochimie.
En 2003, Aldred propose cette nouvelle classification :

1: Mode de transmission (Autosomique dominant, Autosomique récessif, 1i¢ a I’X, cas isolés)
2: Base moléculaire (localisation chromosomique, locus, mutation si connue)

3: Consequences biochimiques (résultat de la mutation si connu)

4: Phénotype (description clinique, radiographique et autre)

(Aldred et al. 2003) .




Ce nouveau mode de classification permet une démarche diagnostique plus précise, et
renseigne le patient sur la probabilité de transmission de sa pathologie, ainsi que sur la

sévérité de I’atteinte attendue sur la génération suivante.

1.1.1.4 Formes cliniques

e Présentation des formes cliniques

D’un point du vue clinique, on distingue les AIH de forme isolée des AIH de forme

syndromique, dans laquelle I’ AIH est associée a d’autres symptomes généraux.

Cette dichotomie tend a disparaitre, car elle n’est pas toujours pertinente. En effet, une méme
mutation dans une méme fratrie peut générer des formes syndromiques ou isolées (Molla et al.
2008).

Comme nous I’avons vu précédemment, I’AIH peut étre de forme hypoplasique
(correspondant a un défaut quantitatif d’émail), hypomature ou hypominéralisée

(correspondant a un défaut qualitatif, reflet d’une minéralisation incompléte).

L’AIH hypoplasique correspond a une altération quantitative de 1’émail, caractérisée par une
diminution localisée ou généralisée de 1’émail. Ceci est dii & une altération pendant la phase
de sécrétion, correspondant soit a une insuffisance de sécrétion de la matrice organique, soit a

une altération des intéractions protéiques de la matrice organique.



AlH hypoplasique

Aspect clinique Teinte Subnormale ou jaune
Surface Lisse, piquetée, rugueuse,
défauts localisés
Dureté au sondage Normale
Anomalie de forme Localisée (puits, rugueuse ou

lisse, striée) ou généralisée
(microdontie relative, perte des
contacts proximaux)
Sensibilité Non ou faible

Autres +/- béance antérieure

+/- retards d’éruption

+/- résorption intracoronaire

Aspect radiologique Radiodensité de 1’émail Normale
Morphologie Altération coronaire,
taurodontisme

Caractéristiques cliniques et radiographiques d 'une AIH hypoplasique

De gauche a droite :

Incisive latérale maxillaire droite montrant un émail hypoplasique piqueté généralisé.
Vue intrabuccale.

Radiographie panoramique.

Agrandissement de la radiographie panoramique montrant les anomalies de forme des
couronnes des germes dentaires associées a des hypoplasies amélaires.

Figure 2 Caractéristiques AlH type hypoplasique (De la Dure-Molla et Berdal 2015).




L’ AIH hypominéralisée est une altération qualitative de 1’émail, caractérisée par une

diminution de la minéralisation, et une augmentation de la matrice organique.

AlIH hypominéralisée

Aspect clinique Teinte Jaune foncé, orangee

Surface Rugueuse dans les zones
d’attrition parfois lisse dans la
région cervicale

Dureté au sondage Diminuée
Dystrophie Usure postéruptive importante
Anomalie de forme Altération des reliefs occlusaux,

microdontie  légére  surtout
postéruptive par usure

Sensibilité Oui
Autres +/- béance antérieure
+/- retards d’éruption
Aspect radiologique Radiodensité de 1’émail Idem a celle de la dentine
Morphologie +/- taurodontisme

Caractéristiques cliniques et radiographiques d 'une AIH hypominéralisée :

De gauche a droite :

Vue intrabuccale montrant une teinte brune des dents (les secteurs antérieurs on été restaurés au
composite). Noter I'importance de la béance antérieure.

Radiographie panoramique.

Agrandissement de la radiographie panoramique montrant [’absence de contraste entre la dentine et
[’émail.

Figure 3 Caractéristiques AlH type hypominéralisé (De la Dure-Molla et Berdal 2015).
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L’AIH hypomature est une altération de 1’émail caractérisée par une diminution de la
minéralisation, correspondant a un défaut de dégradation protéique lors de la phase de

maturation. La minéralisation de maturation est alors altérée.

AlIH hypomature

Aspect clinique Teinte Brin, blanc crayeux, opaque,
perte de toute translucidité
Surface Lisse et mate
Dureté au sondage Subnormale
Anomalie de forme Non
Sensibilité Non
Autres
Aspect radiologique Radiodensité de 1’émail Diminuée a la jonction
amélodentinaire
Morphologie Rien a signaler

Caractéristiques cliniques et radiographiques d'une AIH hypomature.

Premier cas (1° ligne). De gauche a droite :

Vue intrabuccale montrant un émail blanc crayeux.

Radiographie panoramique.

Agrandissement de la radiographie panoramique permettant de voir une différence de contraste entre
I’émail et la dentine.

Deuxieme cas (2°™ ligne). De gauche a droite :

Vue intrabuccale montrant un émail brun.

Vue intrabuccale des incisives mandibulaires.

Vue intrabuccale du secteur prémolaire molaire mandibulaire gauche.

Figure 4 Caractéristiques AlH type hypomature (De la Dure-Molla et Berdal 2015).
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e Formes syndromiques

L’ AIH peut également faire partie d’un syndrome, dans lequel elle ne représente qu’un
symptdme local d’une pathologie plus générale.
C’est le cas par exemple dans le syndrome Email-rein, qui présente une AIH généralisée
hypoplasique, aussi bien sur la denture temporaire que sur la denture permanente. En
association, d’autres signes tels que des retards d’éruption, des calcifications pulpaires, des
hypertrophies des sacs folliculaires ou encore une gencive hyperplasique et une

néphrocalcinose peuvent étre observés.

Pendant 1’enfance, les problémes rénaux passent souvent inapercus. Le réle du dentiste, en

matiére de dépistage, est donc essentiel (de la Dure-Molla et al. 2014).

Dans le syndrome tricho-dento-osseux, des défauts d’émail peuvent étre observés. Un émail
hypoplasique est alors associé a un taurodontisme, en relation avec des atteintes générales des
cheveux, des ongles et des os (Wright et al. 1994).

Le syndrome de Jalili, également connu sous le nom de dystrophie des cones et des batonnets,
est aussi associé a une AlH, de type hypominéralisée. Ce syndrome touche la macula. Les
patients présentent un nystagmus, une photophobie, aboutissant a une baisse sévere de I’acuité

visuelle avec une perte de la vision centrale (Polok et al. 2009).

Enfin, on peut également citer 1’épidermolyse bulleuse jonctionnelle, qui est associée a une
AIH de forme hypoplasique. Il s’agit d’une pathologie causée par la décohésion du derme de
I’épiderme, créant alors des bulles, en particulier au niveau des zones de frottement (Kim et
al. 2013).

e Anomalies associées aux AIH

Certaines anomalies sont fréquemment retrouvees chez les patients présentant une
AIH. C’est le cas par exemple hyperplasies gingivales (Macedo et al. 2005). D’un point de
vue dentaire, on observe parfois en association a I’AIH des calcifications pulpaires, des
défauts ou des retards d’éruption, ou encore des résorptions coronaires. Des béances

antérieures sont également fréquemment associées. C’est ce que montre Collins en 1999, dans
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une étude réalisée sur 9 familles, comprenant 22 membres présentant une AlH, et 13 membres
sains (Collins et al. 1999).

1.1.2 Etiologie

L’AIH est une pathologie d’étiologie génétique. A I’heure actuelle, 11 geénes sont
clairement identifiés pour les formes isolées (De la Dure-Molla et Berdal 2015). Un douziéme
géne, ARHGAPG6, a recemment été identifié.

La transmission de cette pathologie peut se faire de 3 manieres : liée a 1I’X, autosomique
dominante ou autosomique récessive.
En 2012, Chan réalise une étude sur 39 familles dans laquelle il décrit les génes en cause dans

I’ AIH selon le mode de transmission observé.

1.1.2.1 Transmission liée a I'X

5a 10 % des AIH se transmettent selon ce mode. C’est le phénoméne de lyonisation
chez les femmes qui permet de reconnaitre qu’il s’agit d’une transmission liée a I’X. En effet,
elles présentent des bandes d’émail sain et des bandes d’émail altéré, en fonction de I’allele
qui s’exprime (sain ou atteint de la mutation) (Collier et al. 1997) (Lagerstrom et al. 1991).

En 1992, Aldred identifie une mutation non-sens du geéne de 1’amélogénine (AMELX)
responsable d’une AIH de type hypominéralisé ou de type hypoplasique, selon les membres
de la famille étudiée (Aldred et al. 1992).

L’amélogénine est la protéine la plus abondante de 1’émail en formation. Elle forme
des nanosphéres, et permet ainsi la croissance organisée et directionnelle des cristaux
d’hydroxyapatite (Nanci 2013)

Selon les conséquences de la mutation sur 1’amélogénine, la forme d’AIH pourra étre
hypominéralisée ou hypoplasique. Ainsi, une mutation touchant la partie C-terminale de la
protéine amenera a une forme hypoplasique, la partie C- terminale étant importante pour la
formation des nanosphéres et présente une affinité pour le minéral. De la méme fagon, une
mutation amenant a une perte de la protéine donnera une forme hypoplasique. En revanche, si
la mutation affecte la partie N-terminale des cristaux, connue pour étre un site de clivage de la

protéine, I’AIH sera de forme hypominéralisée (Wright et al. 2003).
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Les différentes mutations observées a ce jour se situent au niveau du gene sur le locus
Xp22.3-22.1 (Lagerstrom et al. 1991) (Molla et al. 2008).

De plus, il s’avere que des délétions partielles du géne ARHGAP6 emportent complétement
AMELX et sont également responsables d’AIH (Hu et al. 2012).

1.1.2.2 Transmission autosomique dominante

Selon Chan, 46 % des AIH se transmettent de fagon autosomique dominante. I

identifie 2 génes dans ce mode de transmission : le géne de I’énaméline, ENAM, et FAM83H.
L’énaméline est une protéine intervenant dans la phase de sécrétion de I’amélogenése, afin de
permettre 1’élongation du cristal d’hydroxyapatite (Nanci 2013). Une mutation sur le gene
ENAM, localisé sur le locus 4g13.3 et 4911-q21 (OMIM 606585) peut étre a I’origine d’une
AlIH de type hypoplasique de transmission autosomique dominante (Rajpar et al. 2001)
(Ozdemir et al. 2005).
D’aprés 1’étude de Song en 2012 sur 9 familles chinoises, FAM83H (locus 8g24.3, OMIM
130900) est responsable d’AIH hypominéralisée. Ce gene coderait pour une protéine jouant
un role de glycosylation des protéines amélaires, mais cela reste encore une hypothése (Song
etal. 2012).

1.1.2.3 Transmission autosomique récessive

D’apres 1’étude de Chan, les génes de la « Matrix metalloproteinase 20 » (MMP20), de
la kalikréine 4 (KLK4) ou bien de WDR72 peuvent étre impliqués dans les AIH autosomiques
récessives.

La MMP20 (locus 11g22.2, OMIM 612529) et la Kalikréine (locus 19913.41, OMIM
204700) appartiennent a la famille des protéases. Elles clivent les protéines de 1’émail telles
que les amélogenines, les améloblastines. Des la phase de sécrétion pour la MMP20, ou au
stade de maturation pour la kalikréine (Nanci 2013).

Une mutation intervenant sur ces 3 geénes aboutit a une forme hypomature d’AIH (Caterina et

al. 2002) (Kim et al. 2005) (Hart et al. 2004) (Hart et al. 2003).
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De plus, dans une étude de 2002, Caterina montre que des souris mutées nulles pour le gene
codant pour la Mmp20 présentent un émail hypoplasique (pas de formation des cuspides)
(Caterina et al. 2002).

Des mutations récessives de 1’énaméline (ENAM) ont également été retrouvées dans des
formes autosomiques récessives d’AIH hypoplasique, comme le montre Ozdemir en 2005

(Ozdemir et al. 2005).

L’améloblastine peut également étre responsable de forme récessive d’AIH. En 2014, Poulter
met en evidence une AIH de type hypoplasique piquetée en relation avec une mutation du
géne AMBN (locus 4q13.3, OMIM 616270) (Poulter et al. 2014). Des souris mutées nulle
pour le géne de ’améloblastine présentent une AIH hypoplasique sévére (Gibson et al. 2001).

1.1.2.4 Genes impliqués dans les formes syndromiques

Une mutation sur le gene FAM20A (locus 17q24.2, OMIM 204690) est a 1’origine du
syndrome émail-rein, avec pour répercussion dentaire une hypoplasie sévere, donnant une
microdontie relative, des retards d’éruption dentaire, des calcifications amélaires. Des

calcifications rénales sont également présentes (de la Dure-Molla et al. 2014).

I1 a été montré dans la littérature qu’une mutation du géne DLX 3 (locus 17¢g21.33, OMIM
104510) pouvait étre a I’origine du syndrome tricho-dento-osseux. Or, en 2005, I’étude de
Dong présente le cas clinique d’une famille présentant une AIH hypoplasique/hypomature

avec taurodontisme et une mutation sur ce géne.

En 2013, I’étude de Kim montre un lien entre une AIH de transmission autosomique
dominante hypoplasique et une mutation du gene LAMB3 (locus 1g32.2 OMIM 104530),
connu comme générer le phénotype d’épidermolyse bulleuse jonctionnelle, chez 2 familles

(Kim et al. 2013).

Une mutation du géne codant pour I’intégrine a6p4 peut également générer un phénotype
d’AIH en rapport avec une épidermolyse bulleuse. Pulkkinen décrit ainsi en 1998 un émail
piqueté hypoplasique chez 3 familles présentant une forme non léthale d’épidermolyse
bulleuse jonctionnelle, en rapport avec une mutation faux sens du gene /7Gf4 (locus 17g25.1,
OMIM 147557).
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Enfin, Pasmooij montre en 2007 le lien entre I’AIH et 1’épidermolyse bulleuse jonctionnelle
en rapport avec une délétion sur le gene COL17 Al (locus 10g25.1, OMIM 113811)
(Pasmooij et al. 2007).

D’apres I’étude de Polok en 2009, il existe un lien entre I’AIH et le syndrome de Jalili. En
effet, une mutation du gene CNNM4 (locus 2q11.2 OMIM 217080), probablement impliqué
dans le transport d’ions métalliques, entraine une hypominéralisation de 1’émail, ainsi qu’un
nystagmus, une photophobie, une perte de la vision centrale, caractéristiques du syndrome de
Jalili (Polok et al. 2009).

Ci-dessous : Figure 5 Genes impliqués dans les AIH (De la Dure-Molla et Berdal 2015).

Auguel il faut ajouter dans les formes isolées le géne ARHGAPS6.
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Genes impliqués dans les AIH isolées et syndromiques

Référence géne Locus Geéne Pathologies Transmission OMIM
Formes isolées
300391 Xp22.2 Amélogénine AlH Liéea I’X 301200
(AMELX) hypoplasique/hypomature
type 1 E
606585 4p13.3 Enaméline (ENAM) AlH, type IB AD ou AR 104500
AlH type IC
611927 8024.3 FAM83H AlH, type 3 AD 130900
603767 19g13.41 Kalikréine 4 (KLK4) AlH type 11A1 AR 204700
604629 11922.2 Enamélisine (MMP20)  AlH, type I1A2 AR 612529
613214 15921.3 WD repeat containing AIH hypomature type AR 613211
domain 72WDR72 A3
614829 4g21.1 C4orf26 AlH, hypomature type AR 614832
A4
147558 2q24.2 ITGB6 AR
609840 14932.12 SLC24A4 AlH, type IA5 AR 615887
601259 4913.3 AMBN AlH AR
113811 10g24.3-25.1 COL17A1 Epidermolyse  bulleuse AR/AD 226650
jonctionnelle (EBJ)
Formes syndromiques
600525 17921.33 DLX3 AlH, hypomature- AD 104510
hypoplasique avec 190320
taurodontisme
Syndrome tricho-dento-
0SSeux
607805 2011.2 CNNM4 Jalili syndrome AR 217080
611062 17924.2 FAM20A Syndrome Email-Rein AR 204690
614574 16p13.3 ROGD1 Syndrome de AR 226750
Kohlschitter-Tonz
600805 18g11.2 LAMA3 EBJ AR/AD 226700
150310 1932.2 LAMB3 EBJ AR/AD 226700
226650
147557 17925.1 ITGB4 EBJ AR/AD 226650
226730
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1.1.3 Diagnostic differentiel

Le diagnostic différentiel de I’AIH doit é&tre fait avec toutes les causes
environnementales d’anomalies de 1’émail. Pour cela, les 4 questions énoncées par Crawford

en 2007 sont essentielles (Crawford et al. 2007).

- D’autres membres de la famille présentent-ils les mémes anomalies ? A la recherche
de causes environnementale ou systémique si les autres membres de la famille ne sont pas

touchés.

- Toutes les dents sont-elles touchées de la méme maniere ? En effet, une maladie
génétique touche les deux dentures. Sinon, il s’agit d’une anomalie acquise, telles qu’une

Iésion carieuse, un traumatisme ou une infection sur le germe en développement.

- Observe-t-on une chronologie dans les défauts observés ? En effet, si 1’anomalie
touche un groupe de dents qui se minéralisent au méme moment, il peut s’agir d’une carence

vitaminique par exemple, au cours de leur minéralisation.

- 'Y a-t-il des événements dans le passé médical du patient qui pourraient expliquer ces
défauts? Par exemple, une exposition trop importante au fluor pendant la minéralisation peut
expliquer la présence de taches blanches sur les dents. Il faut également rechercher 1’existence
d’un traumatisme antérieur, qui pourrait expliquer une hypoplasie localisée, sur une dent

permanente.

(De la Dure-Molla et Berdal 2015).

Figure 6 Hypoplasie localisée due a un traumatisme sur la dent temporaire (D’ Arbonneau et

Foray 2010).
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Dans les diagnostics differentiels les plus fréquents, on peut citer le MIH (molar incisor
hypomineralisation). Le MIH est un déficit de minéralisation d’au moins une des premicres
molaires permanentes, associé ou non a une atteinte des incisives permanentes. Il s’agit d’une
hypominéralisation d’origine systémique, due a une perturbation de I’amélogenéese durant la
minéralisation des incisives et des molaires. Les dents atteintes sont alors sensibles, et les

patients souffrent parfois de la disgrace esthétique.

D’un point de vue étiologique, plusieurs hypothéses ont été formulées. Il pourrait s’agir d’une
pathologie ORL dans la petite enfance, ou bien de troubles du métablolisme phospho-

calcique, ou encore d’une exposition aux dioxines.

Dans une étude de 2013, Jédéon montre la relation entre le MIH et 1’exposition au bisphénol
A. En effet, des rats exposés quotidiennement au bisphénol A présentent un phénotype de

MIH. Le mécanisme sous-jacent reste encore inconnu aujourd’hui.
A ce jour, aucune de ces hypothéses n’est encore validée.

A la différence du MIH, I’AIH touche les deux dentures. De plus, il n’y a pas de caractere
génétique dans le MIH, contrairement a I’AIH (Jedeon et al. 2013).

Figure 7 Hypominéralisation incisive et molaire (MIH). Défauts visibles sur 31, 36, 46
(D’ Arbonneau et Foray 2010).

La fluorose est également un diagnostic différentiel de I’AIH. La fluorose est une anomalie
acquise, causée par des expositions hautes et excessives au fluor au moment de
I’amélogenése. Cliniquement, elle se caractérise par des opacités blanches, bilatérales,

présentant des stries horizontales. Le caractére asymétrique de ’atteinte est a rechercher pour
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réaliser le diagnostic différentiel. Dans le méme temps, le questionnaire médical pourra

révéler une exposition au fluor trop importante (Alvarez et al. 2009).

Figure 8 Fluorose dentaire. D’aprés (D’ Arbonneau et Foray 2010).

1.2 Maladies parodontales

1.2.1 Définition

« Les maladies parodontales sont des affections des tissus de soutien de la dent (gencive,
cément, ligament parodontal et os alvéolaire) d’origine microbienne, constituées de lésions
inflammatoires sous la dépendance du systéme de défense de I’héte, entrainant une atteinte

partielle ou complete de ses différentes structures » (Bouchard et al. 2015).
D’un point de vue clinique, on distingue :

- Des atteintes du parodonte superficiel.
« La Gingivite est processus pathologique atteignant le parodonte superficiel »
(Bouchard et al. 2015).
C'est-a-dire que seule la gencive est atteinte, il n’y a pas de perte d’attache dans la
gingivite.
On notera toute variation de couleur, de texture, d’adhérence, la présence de
saignement.
La gingivite est un état réversible.

- Des atteintes du parodonte profond.
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« La parodontite est un processus pathologique atteignant le parodonte profond » (Bouchard
et al. 2015). C'est-a-dire que la parodontite touche les tissus de soutien de la dent : cément,
ligament alvéolo-dentaire et os alvéolaire.

Contrairement a la gingivite, la destruction tissulaire de la parodontite est irréversible.

1.2.2 Classification de I’Armitage 1999
Une classification est un outil essentiel pour poser un diagnostic, permettant la
standardisation des termes médicaux.

En 1999, L’Armitage propose une classification des maladies parodontales suite a la

conférence internationale de consensus initiée par I’ American academy of Periodontology.

Dans cette nouvelle classification, les termes de parodontite précoce et de parodontite adulte
sont abandonnés. De méme, la parodontite réfractaire n’existe plus depuis cette classification,

seuls quelques sites peuvent étre résistants au traitement.
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Maladies gingivales
1. Maladies gingivales induites par la plaque
~ Gingivites uniquement associées a la plaque
Sans facteurs locaux aggravants
Avec facteurs locaux aggravants
- Maladies gingivales modifiées par des facteurs systémiques
Associées au systéme endocrinien
Gingivites pubertaires
Gingivites menstruelles
Gingivites gravidiques
Granulome pyogénique ou pseudo-
tumeur de la grossesse
Gingivites associées au diabéte
Associées a une dyscrasie sanguine
Gingivites associée a la leucemie
Autre
— Maladies gingivales modifiées par la prise de médicaments
Accroissement gingival
Gingivites médicamenteuses
Associée a la prise de contraceptifs oraux
Autre
— Maladies gingivales modifiées par la malnutrition
Gingivites associées a la carence en vitamine C
Autre
2. Maladies gingivales non induites par la plaque
- Maladies gingivales d'origine bactérienne spécifique
Lésions associées & Neisseria gonorrhea
Lésions associées a Treponema pallidum
Lésions associées a certaines espéces de streptocoques
Autre
-~ Maladies gingivales d'origine virales
Infections dues au virus herpés

Gingivostomatite herpétique de primo-infection

Herpés buccal récurrent

Infections type varicelle-zona

Autre

Maladies gingivales d'origine fongique
Infections & Candida (candidose gingivale généralisée)
Erythsme gingival bordant
Histoplasmose
Autre
Lésions gingivales d'origine génétique
Fibromatose gingivale héréditaire
Autre
Manifestations gingivales d’origine systémique
Troubles cutanéomuqueux
Lichen plan, pemphigus, érythéme polymorphe, lupus
érythémateux, médicamenteux, autres.
Réactions allergiques

Matériaux d’origine dentaire (mercure, nickel,
résine, aulres)

Reéactions attribuables a : dentifrices et pates
dentaires, bains de bouche, chewing-gum
et additifs alimentaires, autres

- Lésions traumatiques (origine iatrogéne, automutilation,
accidentelle) : chimique, physique, thermique
- Réactions a corps étranger
-~ Autres
Parodontites chroniques
1. Généralisées (légére, modérée, sévére)
2. Localisées (légere, modérée, sévére)

Parodontites agressives
1. Généralisées (légére, modérée, sévére)
2. Localisées (légére, modérée, sévére)
Parodontites consécutives a d’autres maladies
1. Assocides & une hémopathie
— Neutropénie acquise
~ Leucémies
~ Autre
2. Associées a des troubles génétiques
~ Neutropénie cyclique et familiale
- Trisomie 21
- Syndrome de déficience d’adhésion des leucocytes
— Syndrome de Papillon-Lefévre
- Syndrome de Chediak-Higashi
— Syndrome d'histiocytose
- Maladie de stockage du glycogéne
— Agranulocytose genétique infantile
— Syndrome de Cohen
~ Syndrome d'Ehlers-Danlos (types IV et VIII)
— Hypophosphatasie
- Autre
3. Non spécifiees
Maladies parodontales nécrotiques
1. Gingivite ulcéronécrotique
2. Parodontite ulcéronécrotique
Abces parodontaux
1. Abcés gingival
2. Abcés paredontal
3. Abcés péricoronaire
Parodontites iées a des lés| dodontiques
1. Lésion endoparodontales
Anomalles congénitales ou acquises
1. Facteurs locaux associés a la dent prédisposant aux maladies
parodontales induites par la plague
- Facteurs anatomiques
— Restaurations dentaires/bagues orthodontiques
~ Fractures radiculaires
~ Résorptions radiculaires cervicales et perles d'émail
2. Anomalies mucogingivales péridentaires
~ Récession gingivales/tissus mous
Vestibulaires ou palatines/linguales
Interproximales (papillaire)
— Absence de tissu kératinisé
~ Profondeur réduite du vestibule
— Position aberrante des freins et insertions musculaires
-~ Anomalies gingivales
Pseudo-poche
Contour anormal de la gencive
Sourire gingival
Accroissement gingival
~ Dyschromie gingivale
3. Anomalies mucogingivales des zones édentees
- Déficit horizontal eVou vertical
Absence de tissu kératinisé
- Accroissement gingival et/ou des tissus mous
- Position aberrante des freins et insertions musculaires
- Profondeur réduite du vestibule
~ Dyschromie gingivale
4. Traumatisme occlusal
- Primaire
- Secondaire

Figure 9 Classification de I’ Armitage (Armitage 1999)

Cette classification est la classification de référence des maladies parodontales.

Les maladies gingivales induites par la plaque peuvent trouver leur origine par la présence de

facteurs locaux favorisants la rétention de la plaque dentaire (encombrement dentaire,

couronne débordante...).
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Elles peuvent également étre le reflet d’une manifestation de maladie systémique, comme par
exemple le diabéte ou bien de modifications endocriniennes telles que celles observées

pendant la grossesse.

Les maladies gingivales non induites par la plague peuvent avoir une origine bactérienne
spécifique, comme par exemple dans le cas de la syphillis, ou encore une origine fongique

dans le cas de candidose, ou bien virale dans le cas de I’herpés par exemple.

En ce qui concerne les parodontites, elles peuvent étre chroniques ou agressives. Les
parodontites chroniques sont caractérisées par une alvéolyse progressive, contrairement aux

parodontites agressives.

La parodontite étre en lien avec une maladie systémique sous-jacente, comme par exemple,

lorsque des désordres hématologiques sont présents (neutropénie, leucopénie...).

Les maladies parodontales nécrotiques sont des gingivites ou des parodontites associant une
nécrose de la papille interdentaire, alors recouverte d’un enduit blanc grisatre, en rapport avec

une halitose marquée (Calas-Bennasar et al. 2013).

1.2.3 Aspects cliniques et radiologiques

1.2.3.1 Aspects cliniques

e Généralités

La premiére étape de I’entretien clinique consiste en 1’anamnése du patient, afin de
préciser son age, son état de santé, ses habitudes de vie, notamment en ce qui concerne le

tabac, facteur de risque des maladies parodontales (Susin et al. 2004).

L’examen clinique en parodontologie repose d’abord sur I’observation visuelle des éléments

anatomiques.

L’aspect de la gencive, sa couleur et sa texture sont a apprécier. Une gencive de couleur

rouge, lisse, oedématiée sont des signes d’inflammation.

23



L’examen visuel pourra révéler la présence de plaque ou de tartre, ou bien la présence d’une

éventuelle hyperplasie gingivale.

L’analyse du morphotype parodontal, fin, normal ou épais est une information a noter, car

importante pour la réponse au traitement.

La présence de récessions, de migrations secondaires sont également appréciables lors de cet

examen visuel.

Les facteurs de rétention de plaque, tels que les couronnes et les restaurations débordantes ou
les crochets de prothéses amovibles partiels iatrogenes peuvent aussi étre relevés lors de cet

examen.

L’examen clinique se compléte ensuite par le sondage parodontal. Elément essentiel pour

diagnostiquer une maladie parodontale.

On mesure ainsi le niveau d’attache (NA), c'est-a-dire la profondeur de sondage a laquelle on
ajoute ou on soustrait la distance entre la gencive marginale et la jonction amélo-cémentaire

(JAC). Le niveau d’attache informe sur la quantité de parodonte résiduel.

Chez I’enfant, le bord marginal de la gencive si situe 1,5mm par rapport a la JAC en direction
coronaire. Sur un parodonte sain, la distance entre la JAC et la gencive marginale (DGM) est

de 0. Le niveau d’attache correspond donc a la profondeur de sondage.

Chez I’adulte, Le bord marginal de la gencive se situe 0,5mm par rapport a la JAC en
direction coronaire. Comme chez 1’enfant, la DGM = 0 sur un parodonte sain, et le niveau

d’attache correspond a la profondeur de sondage.

Lorsque la gencive marginale est en position apicale par rapport a la JAC, on mesure alors la

récession gingivale.
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o JAC

Niveau

1-‘ s UeU ~4.0 mm dattachei

n o e
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NA = PS = DGM
NA=4+1=5mm
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NA = niveau d’attache ; DGM = distance gencive marginale ; PS = profondeur de sondage.

La profondeur de sondage est de 4mm. La distance entre la jonction amélo-cémentaire et la gencive
marginale est de Imm. (récession gingivale). Le niveau d’attache est de S5mm, ce qui correspond a une
perte d’attache.

Figure 10 Niveau d’attache, : exemple de site chez un adulte atteint d’une parodontite avec
récession gingivale (Bouchard et al. 2015).

La profondeur de poche parodontale révele 1’état de santé parodontal du patient.

Le sondage se compléte par la mesure éventuelle de Iésions inter-radiculaires.

L’examen parodontal note également la présence ou non de mobilité dentaire.

Un parodonte sain ne présente pas de saignement au sondage, ni de saignement spontané.

D’apres Savage, on consideére que le parodonte est sain si la profondeur de sondage est

inférieure ou égale a 3mm (Savage et al. 2009).

Le diagnostic de parodontite peut étre posé lorsqu’au moins deux sites sont atteints par la

perte d’attache sur deux dents différentes, sans autre explication que la plaque dentaire.

D’apres (Bouchard et al. 2015) (Fesquet et al. 2014).
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e Indices en parodontologie

Les indices parodontaux donnent un cadre a I’examen parodontal. Ils permettent une
comparaison dans le temps des différents parametres parodontaux observés.
Les principaux indices concernent la plaque dentaire, I’inflammation parodontale, les atteintes

de furcation, la mobilité.

La plaque est communément mesurée a 1’aide du Plaque control record (PCR) décrit par
O’Leary en 1972. 1l s’agit d’un indice dichotomique, facile a utiliser en pratique quotidienne

pour enregistrer la plaque sur 4 sites différents.

0= Absence de plaque.

1= Présence de plaque.

Le nombre de sites avec plaque divisé par le nombre de sites total mesurés, multiplié par 100

donne le pourcentage de I’indice de plaque (O’Leary et al. 1972).

Le plague index de Silness et Lée comprend 4 criteres pour décrire la présence de plaque
(Silness et Loe 1964).

0= Pas de plaque

1= Plaque adhérente a la gencive marginale et a la zone adjacente de la dent. La plaque est
visible seulement en raclant avec la sonde parodontale la surface dentaire.

2= Accumulation moderée des dépdts mous dans la poche gingivale, sur la gencive marginale
et/ou sur la zone adjacente de la dent, plaque visible a I’ceil nu.

3= Plague abondante dans la poche gingivale, et/ou sur la gencive marginale et a la zone

adjacente de la dent.

Les indices gingivaux décrivent quant a eux le niveau d’inflammation gingivale.

Egalement largement utilisé en clinique, le Bleeding on Probing d’Ainamo et Bay indique la
présence ou non d’un saignement lors du sondage parodontal. C’est un indice dichotomique.

Le saignement étant le marqueur de I’inflammation.
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0= Absence de saignement au sondage.

1= Saignement au sondage.

4 sites sont mesurés pour chaque dent.

De la méme facon que pour le plaque control record, le nombre de sites avec saignement
divisé par le nombre de sites total mesurés multiplié¢ par 100 donne le pourcentage de ’indice

de saignement (Ainamo et Bay 1975).

Le gingival index a pour but de décrire 1’état gingival en détaillant la qualité de la gencive sur

4 sites : vestibulaire, lingual, mésial et distal.

0= Gencive normale.

1= inflammation légere : léger changement de couleur, léger cedéme. Pas de saignement au
sondage.

2= inflammation modérée : rougeur, cedéme. Saignement au sondage.

3= Inflammation sévére : rougeur et cedéme marqués. Ulcération. Tendance au saignement
spontané (Loe 1967).

Les Iésions de la furcation sont classées en 3 stades selon Hamp.

I= perte horizontale du support parodontal inférieure a 3mm
I1= perte horizontale du support supérieure a 3mm, n’allant pas jusqu’a la profondeur totale
de la furcation.

I11= Destruction de part en part de la zone de furcation.

Le stade oriente la thérapeutique, chirurgicale ou non (Hamp et al. 1975).

Enfin, la mobilité est fréquemment mesurée grace a I’indice de Miihlemann. La mesure est

réalisée en placant la dent entre le manche de deux instruments.

0= ankylose

1= Mobilité physiologique perceptible entre 2 manches d’instruments
2= Mobilité transversale visible a I’ceil nu inférieur a Imm

3= Mobilité transversale supérieure a 1mm

4= Mobilité axiale.
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Tous ces indices participent a 1’évaluation clinique globale d’un patient d’un point de vue
parodontal.

Aspects radiologiques

La radiographie est un complément de I’examen clinique parodontal, permettant

d’apprécier le degré de lyse osseuse, ainsi que la morphologie des défauts observés. C’est un

examen essentiel lors des phases de diagnostic et de maintenance des maladies parodontales.

Plusieurs techniques de radiographie sont a notre disposition :

Les techniques intra-orales : La plus communément utilisée en parodontologie est la
radiographie rétro-alvéolaire. En effet, dans le cadre d’un bilan parodontal, un bilan
long cone peut étre demandé au patient. Il s’agit du cliché donnant le moins de
déformation possible par rapport a la réalité. Le bilan long cbne comprend
classiquement 17 a 21 clichés, sur lesquels il faudra porter une attention particuliere a
I’0os alvéolaire, aux septums interdentaires, a la lamina dura, au desmodonte, aux
furcations radiculaires, a I’anatomie radiculaire (longueur des racines), aux
restaurations ainsi qu’aux lésions carieuses éventuelles, aux Iésions apicales, aux
félures ou fractures.

Le bilan long cone est reproductible, puisqu’il est réalisé avec des angulateurs. Ce qui
permet une comparaison des destructions osseuses a intervalles espaceés.

En revanche, le bilan long cone est une représentation 2D d’une réalité 3D. Les 1ésions

osseuses débutantes n’y sont pas visibles.

Il est également envisageable, pour des destructions parodontales modérées, d’utiliser des

clichés rétro-coronaires pour 1’évaluation parodontale. L’avantage de ce type de cliché est

qu’il entraine moins d’irradiation pour le patient, les dents des deux arcades étant visibles sur

un méme cliché.
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Figure 11 Exemple d’un bilan long cdne chez un patient présentant une parodontite chronigue

généralisée sévere. D’apres les documents du Dr Kerner.

- Les techniques extra-orales : L’examen radiographique panoramique est le cliché de
premiere intention. Il permet une bonne vision globale des arcades dentaires. 1l s’agit
d’un examen peu précis en raison de la grande déformation des structures anatomiques
qu’il engendre.

- Dans certains cas particuliers, comme pour les défauts de furcation par exemple, un
examen 3D peut s’avérer nécessaire, de type CBCT (Cone beam computed

tomography).

(Bouchard et al. 2015).

e Parodontite agressive

« Les parodontites agressives sont des maladies a faible prévalence, rares dans leur
forme localisée, généralement sévéres et rapidement évolutives, intéressant le plus souvent

des malades jeunes, et caractérisée par une agrégation familiale » (Bouchard et al. 2015).

Bien qu’encore peu connus, I’implication de facteurs génétiques dans la transmission de cette

pathologie est avérée (de Carvalho et al. 2009).

La parodontite agressive touchant genéralement des patients jeunes, le depistage par le

chirurgien-dentiste a I’enfance et a I’adolescence est particuliérement important.

De plus, ces patients sont le plus souvent en bonne santé générale (Lang et al. 1999).
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Toutefois, la parodontite agressive en denture temporaire est un signe d’appel d’une maladie

générale dont il faut toujours suspecter 1’étiologie (Tonetti et Mombelli 1999).

D’un point de vue épidémiologique, la parodontite agressive chez les 7-9 ans représente 2 a
4,5 % de la population, d’apres 1’étude suédoise de Sjodin (Sjodin et Matsson 1994).

Une autre étude, d’Albandar et Tinoco de 2002, indique une prévalence de la parodontite
agressive inférieure a 1 % chez les 11-25 ans, sauf en Afrique, ou la prévalence peut atteindre
7,5 %. Les auteurs insistent sur le risque plus élevé de développer une parodontite agressive

en fonction de ses origines ethniques (Albandar et Tinoco 2002).

Les parodontites agressives peuvent étre localisées ou généralisées. Lang, en 1999, en

synthétise les caractéristiques :

Quelle que soit I’étendue, les parodontites agressives possédent des caractéristiques
communes : La perte d’attache est rapide. De fagon inconstante, les patients ne présentent que
peu de plagque par rapport a la sévérité de la destruction observée. Les taux de deux bactéries,
Aggregatibacter Actinomycetemcomitans (A.a) et Porphyromonas gingivalis (P.g), peuvent
étre élevés. Certains patients présentent une anomalie de la phagocytose, avec un phénotype
inflammatoire marqué : notamment un taux de prostaglandines (PGE2) et d’interleukines
(IL1p) élevées.

Par ailleurs, un arrét spontané de la destruction parodontale est parfois observé.
Les formes généralisées et localisées présentent aussi des caractéristiques propres.

Les formes généralisées surviennent plut6t chez des patients agés entre 30 et 35 ans. Le taux
de A.a est fréquemment élevé. La réponse des anticorps sériques aux agents infectieux est
généralement faible. La perte d’attache et la lyse osseuse s’effectuent de maniere épisodique.

La perte d’attache est interproximale.

Pour appartenir aux parodontites agressives généralisées, il faut q’au moins 3 dents
permanentes autres que les incisives et les premiéres molaires soient touchées par la
pathologie.

Les formes localisées touchent des patients plus jeunes, aux alentours de 1’adolescence
(environ 13-14ans). La réponse des anticorps sériques aux agents infectieux est forte. La perte
d’attache, interproximale, touche les incisives et les premieres molaires. Pour étre classée

dans cette catégorie, la parodontite agressive doit toucher au moins deux dents permanentes
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(et au moins une premiére molaire), et pas plus de deux dents autres que les premiéres

molaires et incisives.

Les indicateurs de risque de développement d’une parodontite agressive peuvent étre le
facteur ethniqgue comme vu précédemment, les facteurs locaux favorisant la rétention de
plaque dentaire, le tabac. En effet, le tabac participe a des pertes d’attache plus importantes
que chez les patients non fumeurs, et a plus de sites affectés par la perte d’attache (Schenkein
et al. 1995).

D’un point de vue microbiologique, il n’est pas possible a ce jour de distinguer la flore d’une

parodontite chronique de celle d’une parodontite agressive.

1.2.3.2 Flore bactérienne

e Les complexes bactériens

L’étiologie des maladies parodontales est avant tout bactérienne. C’est en 1998 que
Socransky propose la notion de complexes microbiens dans la flore buccale. Il identifie 5

complexes bactériens a partir de prélevements de plaque dentaire :

- Le complexe rouge formé de Porphyromonas gingivalis (P.g), Tannerella forsythia
(T.f), Treponema denticola (T.d).

- Le complexe orange avec notamment de Prevotella intermedia (P.i), Prevotella

nigrescens (P.n), Campylobacter rectus (C.r), Fusobacterium nucletatum (F.n).

- Le complexe vert comprenant Eikenella corrodens (E.c), Campylobacter concisus

(C .c), Aggregatibacter actinomycetemcomitans sérotype a (A.a a).
- Le complexe jaune composé de streptococci : S. mutans, S. oralis, S. mitis.

- Le complexe violet incluant Actinomyces odontolyticus et Veillonella parvula.
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A noter que le complexe rouge est rarement rencontré sans le complexe orange. Cela
signifie que le complexe orange précede la colonisation par le complexe rouge, complexe
associe aux profondeurs de poche les plus profondes.

La bactérie A.a sérotype b (A.a b) ne fait partie d’aucun complexe. Elle est fréquemment

associéee aux parodontites, comme vu précédemment.

Tompe I —

Déséquilibre microbien (dysbiose*)

A. naeslundii2
(A. viscosus) V. parvula
A. adontolitycus Risques : Maladie
S, mitis :
S. oralis
S. sanguis
C. gracilis Py ool C. rectus
» P, intermedia :
P. nigrescens :
Sfl@spfm:w P. micros : P, gingivalis
i S S. consteilatus F. nue. vincentti E. nodatum : [EEEECTSULTE
' F. nue. nucleatum B T denticola
E - C. showae
C. gingivahs A. actino. b S. noxia -
C. sputigena H
C. ochracea
C. concisus H
A. aclino. a

Figure 12 Complexes bactériens (Socransky et al. 1998).

e Transmission bactérienne

Dés lors, comment se transmettent les bactéries parodontopathogenes ?

D’aprés Petit, la transmission s’effectue entre les membres d’une méme famille (Petit
et al. 1993). La transmission bactérienne peut étre verticale, c'est-a-dire des parents a 1’enfant,
ou bien horizontale, c'est-a-dire entre membre d’une fratrie par exemple. La salive, le contact

muqueux, la brosse a dents, ou encore I’alimentation sont autant de vecteurs pour cette
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transmission. Dans une revue de littérature datant de 2005, Van Winkelhoff montre que la
transmission verticale pour A.a a lieu entre 30 et 60 % des cas, mais seulement trés rarement
pour P.g. En revanche, la transmission horizontale est estimée de 14 a 60 % des cas pour A.a,
et de 30 a 75 % des cas pour P.g (Van Winkelhoff et Boutaga 2005).

e Flore bactérienne des parodontites agressives

Le profil microbiologique des parodontites chroniques et des parodontites agressives
n’est pas distinct. Cependant, selon une étude de Fine en 2007, la présence d’A.a est liée au
développement des parodontites agressives, en particulier chez I’adolescent. La présence de

A.a est un facteur de risque de développement d’une parodontite agressive (Fine et al. 2007).

Certaines souches de A.a sont associées au parodontites agressives localisées. Ainsi, le

sérotype b est le plus pathogéne. En particulier le clone JP2 (Bouchard et al. 2015).

e Td, TfP.i

Treponema denticola:

T.d appartient a la famille des spirochétes. Il s’agit d’une bactérie Gram négative,
anaérobie, mobile (Bouchard et al. 2015). De par ses propriétés de motilité et de chimiotaxie,
T.d a la possibilité de coloniser rapidement de nouveaux sites et de répondre aux stimuli de
I’environnement. Elle peut ainsi pénétrer dans la profondeur des poches, ou dans la couche
épithéliale (invasion cellulaire), ce qui lui confére un potentiel pathogénique fort (Dashper et
al. 2011).

De plus, étant la seule bactérie mobile du complexe rouge, T.d transporte P.g et T.f,
favorisant ainsi la progression de la maladie (Bodet et al. 2007).
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Figure 13 Treponema denticola, Microscopie élétronique. D’ aprés (Frederick et al. 2011).

Cette bactérie possede un large panel de facteurs de virulence.

Tout d’abord, elle posséde de nombreuses adhésines, telle que la Major outer sheath protein
(Msp), qui lui permet de se lier aux composants de la membrane basale et du tissu conjonctif
sous-jacent. Ces adhésines lui permettent également la co-agrégation avec d’autres

pathogenes, tels que P.g ou bien Fusobacterium nucleatum.
La dentilisine lui permet d’adhérer au fibrinogeéne, et aux fimbriae de P.g.

Enfin, la Leucin-rich repeat protein (LrrP) lui confére des propriétés d’adhérence et de

pénétration aux cellules épithéliales. C’est un ligand important pour sa co-agrégation avec T.f.

Ensuite, T.d a des capacités de cytotoxicité. Par exemple, la Msp est capable de créer des
pores dans la membrane des cellules, et est ainsi capable de lyser les cellules épithéliales et les
érythrocytes. Elle perturbe également leur cytosquelette. La dentilisine est une protéase qui

peut lyser les cellules épithéliales.

Une des propriétés majeures de T.d est la perturbation du systéme immunitaire de I’héte. Elle
peut activer son systéme immunitaire, par I’intermédiaire de Msp par exemple, qui stimule la
production de TNFa. Elle posséde un lipo-oligosaccharide qui active les macrophages et une
lipoprotéine qui active la production de TNFa et de ILIP par les macrophages, favorisant

ainsi la destruction tissulaire de 1’hote par ses propres systémes de défense.

Par ailleurs, T.d peut échapper au systéme immunitaire de 1’hote, notamment par I’inhibition
des B-défensines humaines, ou par I’inhibition de I’activation des Toll-like-receptor, les
récepteurs de I'immunité innée. Les Msp quant a elle, perturbent la phagocytose des

neutrophiles.
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T.d stimule la destruction osseuse, en augmentant la production de RANKL, et en diminuant
celle d’OPG.

Une autre propriété importante de T.d est qu’elle posséde des facultés de transfert génétique,
via les transposases, ce qui participerait a des phénomeénes de régulation.

Elle joue également un réle dans la mort cellulaire programmeée, probablement par le systeme

toxines-antitoxines.

Ainsi, cette espece mineure dans la flore sous-gingivale chez un patient sain, devient majeure

au fond de la poche parodontale chez un patient atteint de parodontite.
(Frederick et al. 2011)(Visser et Ellen 2011).

Tannerella forsythia ;

T.f est une bactérie fusiforme, anaérobie stricte, Gram négative. Elle fait partie du complexe
rouge de Socransky, et appartient a la flore des parodontites, en particulier des parodontites

agressives (Bouchard et al. 2015).

T.f a un r6le dans I’initiation de la parodontite, ainsi que durant les phases actives de

destruction parodontale (pertes osseuses).

Elle possede en effet de nombreux facteurs de virulence. Ses adhésines par exemple, lui
permettent d’adhérer aux cellules épithéliales, et de pénétrer dans le cytoplasme pour modifier

I’expression de certains genes, et ainsi activer des voies de signalisation.

Elle entraine également une réduction du nombre de leucocytes, en favorisant 1’apoptose par

la voie des caspases (Bodet et al. 2007).

Les protéases de T.f détruisent les tissus parodontaux en activant les enzymes de 1’hote
dégradant les tissus. Son Bspa (bacterioide surface protein A) favorise certaines intéractions

protéine-protéine de facon a la rendre plus virulente.

T.f induit la libération de cytokines pro-inflammatoires par le biais de ses lipoprotéines de

surface, favorisant encore une fois la destruction des tissus parodontaux.

Gréce a son activité glycosidique, T.f clive les oligosaccharides et les protéoglycanes de la
salive et du fluide gingival, dans le but de fournir des nutriments. Par ailleurs, elle rejette des

métabolites utiles aux autres protéines du complexe rouge.
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Son Lrrp lui permet une co-agrégation avec T.d (Sharma 2010).

D’apres Stafford en 2012, T.f utilise I’acide sialique dans le but de mimer 1’hote pour se
camoufler, et ainsi échapper au systtme immunitaire. D’autre part, I’acide sialique a un role
dans I’adhésion de T.f aux cellules épithéliales et est impliqué dans la croissance bactérienne,

augmentant ainsi ses capacités de colonisation (Stafford et al. 2012).

Tous ces mécanismes font de Tannerella forsythia une bactérie hautement

parodontopathogene.

Prevotella intermedia :

P.i est une bactérie pigmentée noire, de type batonnet, anaérobie, Gram négative. Elle
appartient au complexe orange de Socransky et intervient dans le développement des
parodontites chroniques, le complexe orange permettant la colonisation par le complexe rouge
(YYamanaka et al. 2009) (Bouchard et al. 2015).

Figure 14 P.i au microscope électronique (Yamanaka et al. 2009).

Selon Leung, les fimbriae de P.i lui permettent non seulement d’adhérer aux érythrocytes,

mais aussi de favoriser leur agglutination (Leung et al. 1999).

P.i stimule le systeme immunitaire et les activités inflammatoires. En effet, grace au lipide A
du lipopolysaccharide, elle induit la production d’IL-6 par I’intermédiaire du Toll-like
receptor (TLR) 4 (Hashimoto et al. 2003). Elle induit également la production de MMP9 par

les cellules du ligament alvéolo-dentaire, favorisant ainsi la destruction osseuse. Elle favorise
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aussi la production de cytokines pro-inflammatoires par les cellules épithéliales gingivales et
les cellules du ligament alvéolo-dentaire, facilitant ainsi 1’initiation et le développement de la
parodontite (Guan et al. 2008) (Kuboniwa et al. 2012).

Par sa capacité a former des biofilms, P.i est un pathogéne résistant aux antibiotiques tels que

la pénicilline, les céphalosporines ou les tétracyclines (Kuboniwa et al. 2012).

e Techniques de culture et de PCR

Les cultures bactériennes, les techniques de PCR, ou bien I’analyse du microbiome

sont autant de techniques pour étudier les bactéries.

La culture est le gold standard pour I’étude des bactéries. Il s’agit d’analyser les pathogénes
d’un prélévement sur un milieu de gélose. L’avantage indéniable de cette technique est
qu’elle permet la réalisation d’un antibiogramme. En revanche, elle nécessite une grande

rigueur dans le transport du prélevement, qui ne doit pas exceder 48h.

La polymerase chain reaction (PCR) est une technique plus sensible que la culture
bactérienne. L’analyse de laboratoire du prélévement consiste d’abord en une dénaturation de
I’ADN afin de transformer ’ADN double brin en ADN simple brin. Puis, une phase
d’hybridation est réalisée avec des amorces spécifiques. Enfin, I’amplification correspond a la
polymerase chain reaction. C’est une technique précise, sensible, rapide et automatisée, trés

utile lorsqu’on a quelques pathogenes a identifier.
La PCR en temps réel est réalisée au moyen d’un réactif fluorescent a chaque amplification.
Cette technique moléculaire permet de quantifier une bactérie spécifique de 1’échantillon.

(Bouchard et al. 2015).

1.2.3.3 Parodonte de I'enfant

Le parodonte de DI’enfant est semblable au parodonte de I’adulte. Cependant, il
présente quelques particularités. La gencive est plus rouge que chez I’adulte, en raison du
réseau de capillaire développé de I’enfant. Elle est normalement translucide, ferme, lisse ou

d’aspect granité. Le sulcus a une profondeur d’1mm.
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La gencive attachée est plus importante au maxillaire qu’a la mandibule.

Par ailleurs, au moment du passage de la denture mixte a la denture adulte jeune, la

gencive marginale se révele souvent épaisse, car souvent inflammatoire.

La distance entre la jonction amélo-cémentaire et la créte alvéolaire est normalement

de 2mm chez un enfant sain (Bailleul-Forestier et Naulin-Ifi 2008).

Selon Cortelli en 2008, entre 0 et 4 mois, les bactéries présentes chez le nourisson sont
C.r, T.fet A.a dans de rares cas. Lamell, en 2000, se demande si la présence de A.a et de P.g
chez des enfants agés de 3 semaines n’est pas simplement transitoire. Pour lui, il n’y a pas
d’acquisition de A.a et de P.g avant la pré-adolescence. Kononen, en 1999, pense plutot que la
colonisation bactérienne chez le nourisson fait intervenir Prevotella melaninogenica (P.m). Il
soutient que la présence de parodonthopathénes chez I’enfant est influencée par la présence de

ces bactéries chez les parents (transmission verticale).
Avec I’apparition des dents, de nouveaux habitats s’offrent aux bactéries (Lamell et al. 2000).

En denture mixte, le complexe orange s’installe, avec notamment F.n et P.i, E.c. La chute des
dents temporaires offre un habitat anaérobie aux bactéries. Les dents permanentes en éruption

sont a I’origine de pseudo-poches.

Puis, a la puberté, les hormones sexuelles favorisent P.i, P.n, P.m (Sixou et al. 1993) (Kimura
et al. 2002). Pour Woijcicki, a la puberté, les bactéries Gram négatives anaérobies augmentent,
telles que P.i ou P.g (Wojcicki et al. 1987).

Selon Cortelli, c’est aussi la mauvaise hygiene bucco-dentaire au moment de 1’adolescence
qui favoriserait la transmission des parodontopathogenes. La colonisation par P.g est pour lui

tardive, et interviendrait a partir de 19 ans selon son étude (Cortelli et al. 2008).

(Brochery et al. 2013).

2 Etude rétrospective.

2.1 Objectif

La mise en place de cette étude rétrospective a pour objectif d’évaluer 1’état parodontal

(inflammation gingivale et quantité de plaque dentaire) des patients atteints d’AIH. Effet, il
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s’agit de déterminer s’il existe un type d’AIH présentant des manifestations parodontales

spécifiques.

2.2 Méthode

2.2.1 Sélection des patients

Les patients inclus a 1’étude sont des patients atteints d’AIH du Centre de Référence

des Malformations Rares de la Face et de la Cavité Buccale de 1’hdpital Rothschild.

Ils sont de sexe masculin ou féminin, et mineur ou majeur au moment de la premiére

consultation.

Dans le cas de patients présentant un syndrome, le patient était inclus a 1’étude si le syndrome
ne présentait pas de répercussions parodontales connues. Par exemple, les patients ayant le
syndrome Email-Rein ont été exclus de 1’étude, car des hyperplasies gingivales peuvent étre

associées.

Les dossiers analysés comportent tous les photos cliniques des patients pris en charge au
centre de référence. Lorsque le dossier présentait la radiographie panoramique et le dossier
papier, les informations pertinentes a 1’étude ont été répertoriées. Le tableau récapitulatif des

patients inclus a I’étude sont disponible en annexe.

2.2.2  Analyse des cas

Les cas cliniques ont été analysés selon des critéres phénotypiques et radiologiques.

Les criteres d’observation phénotypiques portent sur la teinte et I’aspect de 1’émail, visible sur

les photographies, la dureté de I’émail ainsi que les sensibilités décrites dans le dossier.

L’anatomie parodontale, la présence de plaque et d’inflammation ont également été
répertoriées. L’indice d’O’Leary a été utilisé pour renseigner la présence de plaque et de
tartre. L’indice de Loe et Silness a été calculé sur tous les sites visibles a la radiographie pour

avoir le plus de précision possible.
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D’un point de vue radiologique, le stade de dentition, la présence ou non d’une alvéolyse, la
différence de radio-opacité entre 1’émail et la dentine ont été notifiés. L’existence d’un

taurodontisme ou de calcifications pulpaires a également été rapportée.

Tous les points observés ont été collectés sous forme d’un tableau (annexe 1) en définissant

les codes réponses suivants :

- La teinte de I’émail : Normale, Jaune, Blanche, Brune.

- Les hypoplasies : Présentes ou absentes, marquées localement, en complément du type
d’AIH.

- L’aspect de I’émail : Lisse, rugueux ou piqueté
- La dureté de 1’émail : Dur ou diminuée
- Les sensibilités : 1= sensibilité 0= absence de sensibilité.

- La présence de plaque et de tartre : selon le Plaque Control Record d’O’Leary. (O’Leary et
al. 1972)

- La présence d’une inflammation parodontale : c’est le Gingival Index de Lée et Silness sur
les faces visibles aux photographies cliniques qui a été utilisé. (L6e 1967)

- Le stade de dentition
- L’alvéolyse : 1=alvéolyse 0= absence d’avéolyse.

- La différence de radio-opacité entre I’émail et la dentine : 1 : visible ; 2 : non visible.

&

Email jaune, d’aspect Email blanc,

i Email piqueté, de Email brun, d’aspect
lisse. d’aspect lisse.

teinte normale. rugueux.

Figure 15 Exemple d’aspects cliniques rencontrés.
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L’age du patient au moment de la premiére consultation a également été rapporté dans le
tableau.

Lorsque la prise en charge comportait un charting parodontal et la réalisation de tests
bactériens, les données ont également été récoltées.

2.2.3 Exemples

2.2.3.1 AIH Hypomature

Patient agé de 9 ans lors de la premiére consultation. Pas d’antécédents familiaux
connus.

Figure 16 Aspect clinique

L’émail est lisse, blanc crayeux. Le parodonte est sain: pas d’inflammation gingivale
apparente. La gencive apparait rose, ferme. Le feston gingival est respecté. La plaque et le
tartre ne sont pas visibles.
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Figure 17 Aspect radiologique

La dentition est au stade de denture mixte stable. A la radiographie panoramique, la différence

de radio-opacité entre la dentine et 1’émail est bien visible. On ne note pas d’alvéolyse.

2.2.3.2 AIH Hypoplasique

Figure 18 Aspect clinique

L’émail est de teinte légerement plus jaune dans les zones d’hypoplasies. Il est
piqueté, notamment au niveau des incisives maxillaires. La gencive est rose, un liseré rouge

montre une légére inflammation gingivale au niveau des incisives maxillaires.

On note la présence d’un encombrement dentaire mandibulaire, ainsi qu’un inversé

d’articulé au niveau de 12 et 43.
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Figure 19 Aspect radiologique

Ce patient est en phase de constitution de la denture adulte jeune. La différence de radio-

opacité entre 1’émail et la dentine est visible. Il n’y a pas d’alvéolyse notable.

L’absence de visibilité radiographique du germe de 35 laisse suspecter I’agénésie de 35, qu’il

faudrait confirmer avec un bilan radiologique 3D.

2.2.3.3 AIH hypominéralisée

Figure 20 Aspect clinique

Ce patient est 4gé de 4 ans au moment de la premicre consultation. L’émail est jaune,
rugueux. Les dents sont sensibles au froid. La gencive est oedématiée et rouge, au niveau des
dents cuspidées. La présence de plaque laisse supposer une difficulté au brossage en raison

des sensibilités dentaires. Une béance antérieure est associée a 1’ AIH.
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Figure 21 Aspect radiologique

Ce patient est en stade de denture lactéale. La différence de radio-opacité entre 1’émail et la

dentine n’est pas visible.

Il est intéressant de noter qu’a 1’age de 12 ans, I’examen parodontal de ce patient révele une
parodontite agressive généralisée modérée. Les tests bactériens montrent la présence de A.a,
P.g, T.f, T.d, P.i au dessus du seuil de pathogénicité.

2.3 Analyse statistique

2.3.1 Objectif principal

L’objectif principal est de déterminer si I’inflammation gingivale moyenne différe

entre les trois groupes d’amélogénese imparfaite héréditaire (AIH).

2.3.2 Objectifs secondaires

Les objectifs secondaires sont :

(1) Déterminer si la présence de plaque dentaire différe entre les trois groupes d’ AIH.

(2) Déterminer si la sévérité de I’inflammation gingivale différe entre les trois groupes
d’AIH.
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Si une différence significative entre les trois groupes est observée, aussi bien concernant
I’inflammation gingivale moyenne, que la sévérité de I’inflammation gingivale ou la présence
de plaque dentaire, nous regarderons si une telle différence significative est également

observée pour :

(1) La présence de sensibilités dentinaires.

(2) La présence d’hypoplasies.

2.3.3 Variable d’intérét principale et secondaire

Le score moyen d’inflammation gingivale de L6e&Silness est calculé pour chaque
sujet en faisant le rapport de la somme des scores obtenus au niveau de chaque site examiné
avec le nombre de sites examinés (0 pour une gencive normale, 1 pour une inflammation
discrete, avec peu de changements de forme et de couleur, 2 pour une inflammation marquée,
avec rougeur, cedéme et hypertrophie gingivale avec saignement provoqué, 3 pour une
inflammation importante, avec rougeur, hypertrophie accentuée avec tendance hémorragique

spontanée et ulcération)(L6e 1967).

L’indice moyen de plaque d’O’Leary est calculé pour chaque sujet en faisant le rapport de la
somme des scores obtenus au niveau de chaque site (1 pour présence de plaque, 0 pour
absence de plaque) avec le nombre de sites examinés. S’agissant pour chaque site d’un score
binaire, il n’y a aucune notion de sévérité dans la valeur de l’indice moyen de plaque
d’O’Leary, mais seulement une notion d’étendue (proportion de sites examinés présentant de

la plague dentaire)(O’Leary et al. 1972).

En revanche, le score d’inflammation gingivale de Loe&Silness prend une valeur de 0 a 3, qui
dépend non seulement de la présence d’une inflammation gingivale (score=0 versus score>0),
mais également de la sévérité de cette inflammation gingivale lorsque celle-ci est présente
(score de 1, 2 ou 3). La valeur du score moyen d’inflammation gingivale de Loe&Silness
dépend donc non seulement du nombre de sites examinés avec la présence d’une
inflammation gingivale, mais également de la sévérité de I’inflammation observée sur chacun
de ces sites. C’est pourquoi nous nous sommes intéressés également a la proportion de sites
parmi les sites examinés avec une inflammation gingivale modérée ou sévere (score de

Loe&Silness égal a 2 ou 3), et que nous avons défini comme objectif secondaire de rechercher
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si la proportion de sites avec une inflammation gingivale modérée ou sévere était plus elevée

chez les sujets atteints d’une forme clinique particulicre d’AlH.

2.3.4 Analyses statistiques

2.3.4.1 Appariement

Les wvariables d’intérét principale (score moyen d’inflammation gingivale de
Loe&Silness) et secondaires (indice moyen de plaque d’O’Leary et la proportion de sites avec
une inflammation gingivale modérée ou sévére) sont toutes les trois dépendantes du nombre
de sites examinés, lequel dépend non seulement du nombre de dents présentes, mais aussi de

la qualité et de la profondeur de champ des clichés photographiques.

Nous avons donc décidé d’apparier les sujets issus des trois groupes correspondant aux trois
formes cliniques d’AIH sur le nombre de sites examinés. Par ailleurs, la quantité¢ de plaque
dentaire ainsi que le stade d’inflammation gingivale sont déterminés par la qualité de la
technique de brossage. Les habitudes d’hygiéne bucco-dentaire varient entre les pays, mais
une étude réalisée en France avait montré que les indices de plaque et d’inflammation
gingivale chez les enfants agés de 6 a 15 ans étaient plus élevés entre 8 et 12 ans(Cahen et al.
1993). Nous avons donc réalisé un second niveau d’appariement entre les trois groupes sur

I’age.

La méthode du plus proche voisin sans remise a €té utilisée afin de réaliser I’appariement.

2.3.4.2 Tests statistiques

Dans un premier temps, nous regarderons si les caractéristiques des sujets inclus dans
I’étude, et de ceux exclus pour des problémes d’appariement, différent. Si des différences sont
mises en évidence, la généralisabilité de nos résultats devra étre discutée. Etant donné la taille
des deux groupes qui seront compares, des tests non paramétriques de comparaison sur
échantillons indépendants seront utilisés. Dans le cas de la comparaison de moyennes (&ge,
indice moyen de plaque...), le test du Wilcoxon sera utilisé. Dans le cas de la comparaison de

proportions (aspect de 1’émail, sensibilités dentaires...), le test exact de Fisher sera utilisé.
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Nous comparerons ensuite les différentes caractéristiques des sujets inclus dans les trois
groupes de sujets inclus, correspondant aux trois formes cliniques d’AIH. Les tests utilisés
seront donc des tests de comparaison non paramétriques entre groupes appariés. Dans le cas
de la comparaison de moyennes entre les trois groupes (age, indice moyen de plaque...), le
test de Friedman sera utilisé. Dans le cas de la comparaison de proportions entre les trois
groupes (hypoplasies, sensibilités dentinaires...), le test Q de Cochran sera utilisé. En cas de
différence significative entre les trois groupes pour une de ces variables, une analyse post-hoc
sera réalisée afin de déterminer quels groupes different entre eux. Une telle approche est
préférée a de multiples comparaisons de groupes deux a deux qui, en multipliant les tests de
comparaison, augmenteraient le risque de premiere espece. Toutefois, en raison du grand
nombre de données manquantes concernant la présence de sensibilités dentinaires, la
réalisation d’un test Q de Cochran n’est pas possible, car cela laisserait supposer que nous
¢liminons tous les blocs de 3 sujets appariés (1 sujet pour chaque forme clinique d’AIH dans
1 bloc) au sein desquels la présence de sensibilités dentinaires n’est pas renseignée pour au
moins 1 des 3 sujets. Cela reviendrait finalement a éliminer la moitié des sujets et a ne garder
que 7 blocs de 3 sujets. Nous avons donc, pour cette variable uniquement, réalisé des
comparaisons de groupe deux a deux avec le test exact de Fisher, ceci afin de passer de blocs
de 3 sujets a des blocs de 2 sujets, et ainsi d’éliminer le moins de sujet possible dans chaque

test.

A ce stade, nous vérifierons également la qualité de 1’appariement en contrdlant qu’il n’existe
pas de différence significative entre les trois groupes pour 1’dge et le nombre de sites

examinés.

La reproductibilité intra et inter-examinateur sera calculée pour 15 sujets sélectionnés de
maniére randomisée. Le calcul du Kappa inter-examinateur sera réalisé entre I’examinateur de

I’ensemble des photographies cliniques (CQ) et un deuxieme examinateur (SK).

Pour les 42 sujets inclus, la relation linéaire entre 1’indice moyen de plaque d’O’Leary et le
score moyen d’inflammation gingivale de Loe&Silness sera vérifiée en réalisant un test du

coefficient de corrélation de Pearson (modele de la gingivite expérimentale. (L6e et al. 1965).

De la méme manicre, nous nous intéresserons a la relation linéaire entre 1’indice moyen de
plaque d’O’Leary et la proportion de sites parmi les sites examinés avec une inflammation

gingivale modérée ou sévere (score de Loe&Silness égal a 2 ou 3).
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Enfin, parmi les 42 sujets inclus dans I’étude, nous analyserons a 1’aide de test du Wilcoxon
s’il existe une différence significative concernant I’indice moyen de plaque d’O’Leary entre
les sujets qui ont des sensibilités dentinaires comparés a ceux n’en ayant pas, et entre les

sujets ayant des hypoplasies comparés a ceux n’en ayant pas.

Le seuil de signification sera fixé a 5 %. Les analyses statistiques seront réalisées avec le
logiciel R (Version 3.2.2. Copyright © 2015. The R Foundation for Statistical Computing).

2.3.5 Résultats

2.3.5.1 Constitution des groupes

A partir d’un échantillon de 124 sujets du Centre de Référence des Malformations
Rares de la Face et de la Cavité Buccale, 60 sujets étaient finalement éligibles pour cette
étude, 64 sujets ont été exclus en raison de la présence d’un syndrome touchant la gencive ou
en raison de données cliniques manquantes. Sur ces 60 sujets, 18 sujets ont été exclus afin
d’obtenir trois groupes homogénes de 14 sujets appariés sur 1’age et le nombre de sites
examinés. Ces trois groupes correspondent aux trois formes d’AIH. Parmi ces 18 sujets
exclus, 4 étaient atteints d’AIH hypomature, 2 de la forme hypominéralisée et enfin 12 de la

forme hypoplasique (Figure 22).
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2.3.5.2 Description des sujets exclus

La description des 18 sujets exclus au moment de I’appariement est donnée en Tableau

Parmi ces 18 sujets, 1’age est inconnu pour 3 sujets. La présence de sensibilités dentaires n’est
pas renseignée chez 7 de ces sujets. Seulement 2 sujets présentent un indice de plaque
d’O’Leary supérieur a 20 % (sujets 28 et 102). Le score moyen d’inflammation gingival de
Loe&Silness est supérieur a 1 chez un des 18 sujets (sujet 102). Enfin, 4 sujets présentent des
sites avec une inflammation modérée ou sévére. Parmi ces 4 sujets (sujets 14, 28, 123 et 102),
un des sujets présente une inflammation gingivale modérée ou sévéere au niveau de tous les

sites examinés (sujet 102). Chez ce sujet, seulement 11 sites ont toutefois été examinés.
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%0 de sites avec

N° Teinte  Aspect Inflammation Plaque Nombre une
. Type AIH Age de de Hypoplasies Sensibilités (L6e&Silness) (O'Leary) de sites inflammation
patient N At - oy
I’émail  I’émail (0-3) % examinés modérée  ou
sévere

45 Hypomature 9 Blanc Lisse Non NR 0,00 3,85 130 0

99 Hypomature NR Blanc Lisse Oui NR 0,00 3,13 96 0

101 Hypomature 15  Blanc Lisse Non NR 0,03 3,31 151 0

72 Hypomature 17 Blanc Lisse Oui Oui 0,03 3,95 152 0

102 Hypominéralisé NR  Jaune NR NR NR 2,36 100 11 100
54 Hypominéralisé 9 Jaune Lisse Oui Non 0,38 7,14 42 0

150 Hypoplasique 22 Jaune Lisse Non Oui 0,01 7,14 98 0

10 Hypoplasique 3 Jaune Piqueté  Oui Non 0,00 7,14 42 0

30 Hypoplasique 13,5 Blanche Rugueux Non Oui 0,00 0,80 126 0

57 Hypoplasique 2 Jaune Rugueux Non Non 0,08 8,33 24 0

70 Hypoplasique ~ NR  Jaune Rugueux Oui NR 0,10 7,92 102 0

126 Hypoplasique 35 Blanc Piqueté  Non NR 0,00 0,00 37 0

49 Hypoplasique 6 Jaune Lisse Oui Oui 0,07 7,69 130 0

14 Hypoplasique 10 Brune Rugueux Oui Oui 0,27 15,75 127 6,30
83 Hypoplasique 7 Normale Piqueté  Oui NR 0,03 6,14 114 0

100 Hypoplasique 5 Normale Rugueux Oui Non 0,02 17,77 45 0

28 Hypoplasiqgue 15  Jaune Lisse Oui Oui 0,44 25,69 109 12,84
123 Hypoplasique 8 Jaune Rugueux Oui Non 0,09 15,05 93 1,08

NR= non renseigné

Tableau 1 Description des sujets exclus des analyses statistiques pour des raisons d’appariement (n=18)
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2.3.5.3 Comparaison des sujets inclus et exclus de I'étude

La comparaison des sujets inclus et exclus de 1’étude est donnée en Tableau 2.

Il n’existe pas de différence significative dans la répartition des différentes formes d’AIH
entre le groupe des 42 sujets inclus et celui des 18 sujets exclus de 1’étude. Toutefois, la
valeur du p (p=0,05) montre que la distribution des sujets dans les deux groupes est presque
statistiquement différente, avec plus de sujets exclus avec une forme hypoplasique d’AIH
(66,7 % contre 33,3 % chez les sujets inclus), et moins de sujets exclus avec une forme
hypominéralisée (11,1 % contre 33,3 % des sujets inclus).

La moyenne d’age (+écart-type) des 42 sujets inclus est de 10,9+5,7 ans (sujets agés de 3 a 32
ans). Il n’existe pas de différence significative avec la moyenne d’age des 15 sujets exclus et

pour lesquels 1’age était connu (11,8+8,5, p=0,98, sujets ages de 2 a 35 ans).

De plus, il n’existe pas de différence statistiquement significative entre les deux groupes pour
I’aspect et la teinte de I’émail, la présence de sensibilités, et la présence d’hypoplasies. Enfin,

aucune différence n’a également été observée concernant le nombre de sites examines.

En revanche, les sujets exclus ont un niveau moyen d’inflammation gingivale inférieur a celui
des 42 sujets inclus dans 1’étude (0,2+0,6 contre 0,5+0,5, p<0,01). Enfin, le pourcentage de
sites examinés avec une inflammation modérée ou sévere est plus faible chez les sujets exclus
(6,7+£23,5 contre 11,9£16,7, p<0,01). Tout comme pour la forme clinique d’AIH, il n’existe
pas de différence significative concernant 1’indice moyen de plaque d’O’Leary entre les sujets
inclus et les sujets exclus de 1’étude. Toutefois, la valeur du p (p=0,05) montre que la
distribution des sujets dans les deux groupes est presque statistiquement différente, avec un

indice moyen de plaque inférieur chez les sujets exclus (13,4+22,6 contre 29,0+28,6).
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Sujets inclus Sujets exclus p

Type AIH

Hypomature 14 (33,3) 4(22,2)

Hypominéralisé 14 (33,3) 2(11,1) 0,05
Hypoplasique 14 (33,3) 12 (66,7)

Age 10.945.7 11,848,5 (n=15) 0,98
Teinte de I’émail

Normal 3(7,1) 2(11,1)

Blanc 8 (19,1) 6 (33,3) 0.45
Brun 7(16,7) 1 (5,6) ’
Jaune 24 (57,1) 9 (50,0)

Aspect de 1I’émail

Lisse 18 (42,9) 8 (47,1)

Piquete 5(11,9) 3 (17,6) 0,79
Rugueux 19 (45,2) 6 (35,3)

Sensibilités (Oui) 21 (63,6) (n=33) 6 (54,5) (n=11) 0,72
Hypoplasies (Oui) 31 (73,8) 11 (64,7) (n=17) 0,53
Sites examinés (N) 86,4+24,3 90,5+45,2 0,49
Plaque' 29,0+28,6 13,4+22.6 0,05
Inflammation® 0,5+0,5 0,2+0,6 <0,01
Inflammation modérée et sévere®  11,9+16,7 6,7+23,5 <0,01

1) Indice de plaque en pourcentage (O'Leary). (2) Score moyen d’inflammation gingivale
(L6e&Silness). (3) Pourcentage de sites avec des scores d’inflammation gingivale >2.

Le test de Wilcoxon a été utilisé pour la comparaison de moyennes entre les deux groupes et
le test exact de Fisher pour la comparaison de proportions entre les deux groupes.

Tableau 2 Caractéristiques des sujets inclus (n=42) et exclus (n=18) de ’étude.

2.3.5.4 Caractéristiques des sujets inclus (n=42) selon la forme
d’AIH

15 sujets ont été sélectionnés de maniére randomisée afin de tester la reproductibilité
inter et intra examinateur. L examinateur des photos de 1’étude (CQ) a été comparé a un
deuxieme examinateur (SK). Le Kappa inter-examinateur a été calculé. Le Kappa pour
I’indice de plaque d’Oleary et I’indice gingival de Loe et Silness GI (GI<0 versus GI>0, et
GI<2 versus GI>2) étaient respectivement de 0.66 (Intervalle de confiance 95 % : 0.61-0.72),
0.70 (0.65-0.75), et 0.87 (0.80-0.93).

Le Kappa intra examinateur a été calculé, avec une analyse des photographies cliniques a une

semaine d’intervalle. Le Kappa pour la plaque et I’inflammation gingivale était
respectivement de 0.74 (0.69-0.79), 0.75 (0.71-0.80), and 0.72 (0.62-0.81). La reproductibilité

intra et inter examinateur est donc bonne.
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Tandis que les sujets atteints d’une amélogénése imparfaite héréditaire de type
hypominéralisé et hypoplasique possedent dans la plupart des cas un émail jaune
(respectivement chez 71,4 % et 64,3 % des 28 sujets atteints par 1’une ou ’autre de ces deux
formes cliniques), les sujets atteints d’une amélogénese imparfaite héréditaire de type
hypomature possedent pour la moitié un émail blanc. Cependant 35,7 % des sujets atteints de
la forme hypomature et 28,5 % des sujets atteints de la forme hypominéralisée présentent

respectivement un émail jaune et brun.

Chez les sujets atteints de la forme hypomature, I’émail des dents présente une surface lisse
pour la quasi-totalité des 14 sujets (92,9 %). Chez les sujets atteints de la forme
hypominéralisée, 1’émail des dents présente une surface rugueuse chez 71,4 % des 14 sujets,
et une surface lisse chez 28,6 % des sujets. Enfin, 92,9 % des sujets atteints de la forme

hypoplasique présentent une surface amélaire rugueuse (57,2 %) ou piquetée (35,7 %).
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Figure 23 Teinte (A) et aspect (B) de 1’émail selon la forme clinique d’amélogénése
imparfaite héréditaire, chez les sujets inclus dans I’étude (n=42).
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Concernant 1’age et le nombre de sites examinés, il n’existe pas de différence
significative entre les sujets issus des trois groupes correspondant aux trois formes cliniques
d’AIH. Cela montre que ’appariement qui a été réalisé sur ces deux variables lors de la
constitution de 1’échantillon est de qualité. Il existe en revanche une différence significative
entre les trois groupes pour le niveau moyen d’inflammation gingivale, I’indice moyen de
plaque d’O’Leary et le pourcentage de sites examinés avec une inflammation modérée ou
sévere. (Tableau 3). Les analyses post-hoc montrent que les sujets avec la forme
hypominéralisée ont plus de plaque dentaire et sont plus atteints d’inflammation gingivale
(étendue et severité) que les sujets avec la forme hypomature ou la forme hypoplasique. En
revanche, aucune différence significative n’existe pour ces trois parameétres lorsque nous
comparons les sujets atteints d’une forme hypomature avec ceux atteints d’une forme
hypoplasique. (Tableau 4). D’autre part, les sujets atteints de la forme hypominéralisée
rapportent plus fréquemment des sensibilités dentinaires que les sujets atteints de la forme
hypoplasique (p<0,02). Enfin, la présence d’hypoplasies est plus fréquemment observée chez
les sujets atteints de la forme hypominéralisée que chez les sujets atteints de la forme
hypomature (p=0,02), tandis qu’aucune différence significative n’est observée lorsque nous

comparons les sujets atteints de la forme hypominéralisée avec ceux atteints de la forme

hypoplasique.
Type d’AIH
Hypomature Hypominéralisé Hypoplasique p
(n=14) (n=14) (n=14)
Age 11,0+6,0 10,5+4,7 11,16,8 0,66
Sensibilités (Oui)™ 7 (63,6) (n=11) 12 (92,3) (n=13) 2(22,2) (h=9)  0,30* 0,02° 0,59°
Hypoplasies (Oui) 6 (42,9) 14 (100) 11 (78,6) 0,01
Sites examinés (n) 89,8+27,0 82,4+23,2 86,9+23,8 0,51
Plaque® 12,3+11,0 61,6+22,9 13,1+14,8 <0,01
Inflammation® 0,240,3 1,0+0,4 0,3+0,3 <0,01

Inflammation modérée

ot sovara® 5,7+9,7 26,2420,5 4,045,8 <0,01

(2) Indice de plaque en pourcentage (O'Leary). (3) Score moyen d’inflammation gingivale
(L6e&Silness). (4) Pourcentage de sites avec des scores d’inflammation gingivale >2.

Le test de Friedman a éte utilisé pour la comparaison de moyennes entre les trois groupes
(formes cliniques d’AIH), et le test Q de Cohran pour la comparaison de proportions.

(1) Test exact de Fisher, comparaisons deux a deux. (a) hypomature versus hypomineralisé
(10 paires de sujets apparies), (b) hypominéraliseé versus hypoplasique (9 paires de sujets
appariés), (c) hypomature versus hypoplasique (7 paires de sujets appariés).

Tableau 3 Caractéristigues des sujets inclus dans 1’étude (n=42) selon la forme clinique
d’amélogénése imparfaite héréditaire
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hypomature  hypominéralisé hypomature

Versus Versus Versus

hypominéralis¢  hypoplasique hypoplasique
Plague® <0,01 <0,01 0,84
Inflammation®® <0,01 <0,01 0,98
0,01 <0,01 0,84

Inflammation modérée et sévere®

Dans chaque groupe, n=14. (1) Indice de plaque en pourcentage (O'Leary). (2) Score moyen
d’inflammation gingivale (Lée&Silness). (3) Pourcentage de sites avec des scores
d’inflammation gingivale >2.

Analyses post-hoc selon la méthode de Nemenyi.

Tableau 4 Comparaison par analyses post-hoc du statut parodontal selon la forme clinique
d’amélogénése imparfaite héréditaire (valeurs de p)

2.3.5.5 Analyses complémentaires concernant l'indice
concernant l'indice moyen de plaque d’O’Leary

Il existe une association significative entre 1’indice moyen de plaque d’O’Leary et le
score moyen d’inflammation gingivale et le pourcentage de sites avec une inflammation
modérée ou sévere (p<0,01 dans les deux cas). Cette association suit une relation linéaire :
plus I’indice moyen de plaque d’O’Leary augmente, plus le score moyen d’inflammation
gingivale et le pourcentage de sites avec une inflammation modérée ou sévéere augmentent.

(Figures 24 et 25)
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Coefficient de corrélation de Pearson : r=0,89. p<0,01.

Figure 24 Relation entre la présence de plague dentaire et le score moven d’inflammation gingivale, chez les sujets inclus dans 1’étude (n=42).
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Figure 25 Relation entre la présence de plague dentaire et le pourcentage de sites avec une inflammation modérée ou sévere, chez les sujets
inclus dans 1’étude (n=42)
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D’autre part, toutes formes cliniques d’amélogénése imparfaite héréditaire comprises, les
sujets rapportant des sensibilités dentinaires ont un indice moyen de plaque d’O’Leary plus
élevé que les sujets ne rapportant pas de sensibilité (42,8 % versus 17,4 %, p=0,02). De la
méme manicre, les sujets ayant des hypoplasies ont un indice moyen de plaque d’O’Leary

plus élevé que les sujets n’en présentant aucune (36,9 % versus 6,7 %, p<0,01).

De plus, parmi les sujets rapportant des sensibilités dentinaires, les sujets atteints de forme
hypominéralisée ont un indice moyen de plaque d’O’Leary plus élevé que les sujets atteints
d’autres formes d’AIH. De la méme maniére, parmi les sujets ayant des pertes de substance,
les sujets atteints de forme hypominéralisée ont un indice moyen de plaque d’O’Leary plus

élevé que les sujets atteints d’autres formes d’AIH (Figure 26).
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Figure 26 Proportion de sites présentant de la plague dentaire chez les sujets inclus présentant

des sensibilités dentinaires (n=21) et chez ceux n’en présentant pas (n=12), ainsi que chez
ceux présentant des pertes de substance (n=31) et chez ceux n’en présentant pas (n=11).
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2.3.6 Discussion

2.3.6.1 Résumeé des résultats

Cette étude réalisée auprés de 42 sujets (14 sujets avec une amélogénése imparfaite
héréditaire de type hypomature, 14 avec une forme hypominéralisée et 14 autres avec une
forme hypoplasique) montre que les sujets atteints d’une forme hypominéralisée ont un indice
moyen de plaque d’O’Leary, un score moyen d’inflammation gingivale, et un pourcentage de
sites avec une inflammation modérée ou sévere plus €levés que les sujets atteints d’une forme
hypomature ou hypoplasique. D’autre part, les sujets atteints d’une forme hypominéralisée
ont plus de sensibilités dentinaires que les sujets atteints d’une forme hypoplasique. De plus,
les sujets atteints d’une forme hypominéralisée ont plus d’hypoplasies que les sujets atteints

d’une forme hypomature.

La présence de sensibilités dentinaires et de pertes de substance sont associées a un indice
moyen de plaque d’O’Leary plus élevé. Or, plus I’indice moyen de plaque d’O’Leary est
¢élevé, plus le score moyen d’inflammation gingivale et le pourcentage de sites avec une
inflammation modérée ou sévére sont élevés. La relation entre la présence de plagque et
I’inflammation gingivale est avérée, comme 1’a montré Loe dans son expérience sur la

gingivite expérimentale (Loe et al. 1965).

Les sujets atteints d’une forme hypominéralisée présentant plus de sensibilités dentinaires que
les formes hypoplasiques (Tableau 3), des difficultés au moment du brossage pourraient
expliquer un indice de plaque plus élevé. En revanche, il n’y a pas de différence statistique
pour les sensibilités dentinaires entre les sujets atteints de la forme hypominéralisée d’ ATH
lorsqu’ils sont comparés a ceux atteints de la forme hypomature (Tableau 3). Ce résultat est
relatif, car la présence ou non de sensibilités, demandée au patient lors de 1’examen médical
initial, est soumise a une perception individuelle qui peut varier fortement d’un individu a
I’autre. Les formes hypominéralisées présentent des hypoplasies car 1’émail mou au sondage
s’effrite. L exposition de la dentine entraine des sensibilités. Dans les formes hypomatures, la
qualité¢ de I’émail est altérée, ce qui pourrait expliquer 1’apparition de sensibilités. Dans les
formes hypoplasiques d’AIH, la présence d’émail, méme en fine quantité, protége la dentine

et empéche la survenue de sensibilités.
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La différence de quantité plaque pourrait également dépendre d’un autre facteur : la présence
ou non d’hypoplasies. En effet, les sujets atteints de forme hypominéralisée présentent plus
fréguemment des hypoplasies que les sujets atteints de forme hypomature. Dans les formes
hypominéralisées, c’est 1’émail, mou au sondage, qui se détache, entrainant ainsi 1’apparition
d’hypoplasies (De la Dure-Molla et Berdal 2015). Il est possible que les hypoplasies
contribuent localement a une rétention de plaque plus importante. Des études utilisant la
microscopie électronique ont montré que les surfaces des dents hypominéralisées étaient
favorables a la pénétration de bactéries jusqu’aux tubulis dentinaires (Fagrell et al. 2008,

2010).

Toutefois, les formes hypoplasiques d’AIH ont un indice de plaque inférieur aux formes
hypominéralisées (Figure 26), bien qu’il n’y ait pas de différence statistique sur la présence de
pertes de substance entre les deux formes. La présence de sensibilités pour les formes
hypominéralisées explique en partie ce résultat. Mais la qualité de I’émail rentre probablement
aussi en compte. Dans les formes hypoplasiques, I’émail, bien que rugueux ou piqueté, est dur
et lisse. Il permet facilement 1’élimination de la plaque dentaire. Dans les formes
hypominéralisées, bien plus que dans les formes hypomatures, 1’émail crayeux agit comme
une éponge, et rend 1’élimination de la plaque moins aisée. Des ¢études complémentaires

seraient nécessaires pour le confirmer.

Par ailleurs, 2 sujets parmi les 14 sujets atteints d’une amélogénése imparfaite heréditaire de
type hypominéralis¢ présentent une parodontite modérée généralisée a 1’age de 11 et 12
ans,(Armitage 1999), ce qui laisse envisager qu’un profil parodontal particulier serait présent

chez les patients atteints d’AIH de forme hypominéralisée.

2.3.6.2 Points forts de I'étude

La principale force de cette étude repose sur son originalité. En effet, s’il existe déja des
études comparant 1’inflammation gingivale des sujets atteints d’une AIH avec les sujets sans
AlH (Sundell 1986), cette étude est la premiére a notre connaissance qui s’intéresse au niveau

moyen et a la sévérité de I’inflammation gingivale selon la forme clinique d’AIH.
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Par ailleurs, I’indice de plaque d’O’Leary et l’indice d’inflammation gingivale de
Loe&Silness sont tous les deux des indices qui représentent le rapport entre le nombre de sites
présentant une situation clinique particuliére (présence de plaque dentaire, saignement) sur le
nombre de sites examinés. Le nombre de sites examinés impacte donc sur la valeur des deux
indices. Le nombre de sujets inclus dans 1’é¢tude étant trop limité pour réaliser des analyses
multivariées et ainsi ajuster sur ce parametre, nous avons donc décidé de controler ce facteur
de confusion au moment de I’échantillonnage, en cherchant a obtenir des groupes appariés sur
le nombre de sites examinés. D’autre part I’indice de plaque est déterminé par la qualité du
contrble de plaque personnel. Plusieurs facteurs peuvent influencer la qualité du brossage
parmi lesquels la dextérité au brossage. Nous avons également réalise un second niveau
d’appariement entre les groupes en appariant les sujets sur 1’age, en partant du principe que

deux enfants du méme age auraient le méme niveau de dextérité au brossage.

D’autre part, au moment du traitement statistique des données, la réalisation de tests de
comparaison de plusieurs moyennes ou proportion, puis en cas de différence significative
observée entre les trois groupes, d’analyses post-hoc, nous a permis de controler le risque de
premicre espéce (c’est-a-dire le risque de montrer une différence significative entre les
groupes alors qu’elle n’existe pas). En effet, ce risque de premiére espece a été fixé a 5 %. Or,
si nous avions réalisé de maniére classique plusieurs tests de comparaison entre deux groupes,
nous aurions répété ce risque de premiére espéce a chaque test, et nous aurions ainsi augmenté
le risque global d’erreur de conclure a tort a une différence significative entre les trois
groupes. Pour la présence de sensibilités dentinaires, nous avons toutefois été obliges de
réaliser plusieurs tests de comparaison entre deux groupes. Dans le cas contraire, nous aurions
¢été obligés d’¢liminer tous les blocs de 3 sujets appariés (chacun des 3 sujets d’un méme bloc
ayant une forme clinique d’AIH différente) deés que la présence de sensibilités dentinaires
n’était pas renseignée pour au moins un des trois sujets du bloc. Nous aurions ainsi perdu la

moitié des sujets.

Enfin, nous avons compar¢ les caractéristiques des 42 sujets inclus dans 1’étude avec les 18
sujets qui avaient été exclus au moment de 1’appariement. Les sujets exclus ne sont pas
différents des sujets inclus dans 1’étude en termes d’age, de nombre de sites examinés, de la
présence de sensibilités dentaires et des caractéristiques amélaires (teinte, aspect, présence
d’hypoplasies). Cela signifie donc que lors de notre procédure d’échantillonnage, au moment
de I’appariement, nous n’avons pas introduit de biais de sélection (par exemple en

sélectionnant des sujets plus jeunes dans 1’étude, ou en ne sélectionnant que des sujets avec
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peu de sites examinés). En revanche, lorsqu’ils sont comparés aux sujets inclus dans I’étude,
les sujets exclus ont en moyenne non seulement un pourcentage inférieur de sites présentant
de la plague dentaire (13,46+22,62 contre 29,14+28,74, p<0,05), mais également un niveau
moyen d’inflammation gingivale inférieur (0,22+0,55 contre 0,47+0,49, p<0,01). Enfin, le
pourcentage de sites examinés avec une inflammation modérée ou sévere est plus faible chez
les sujets exclus (0,07+0,24 contre 0,12+0,17, p<0,01). Parmi les 18 sujets exclus, seulement
deux présentaient une forme hypominéralisée d’amélogénese imparfaite héréditaire alors que
12 sujets étaient atteints d’une forme hypoplasique. Au vu des résultats de notre étude et de la
répartition des sujets exclus au sein des trois formes cliniques d’amélogénése imparfaite
héréditaire, nous comprenons donc bien pourquoi I’indice de plaque d’O’Leary et 1’indice

d’inflammation gingivale de Loe&Silness sont inférieurs chez les sujets exclus (Tableau 2).

2.3.6.3 Limites de lI'étude

Cette étude regroupe 42 sujets répartis dans trois groupes homogenes de 14 sujets
correspondant aux trois formes cliniques d’AIH (hypomature, hypominéralisé, hypoplasique).
La faible taille de I’échantillon fait que cette étude est peu puissante, et donc que le risque de
seconde espece est élevé. Le risque de seconde espece constitue le risque de ne pas démontrer
de différence entre les trois groupes alors qu’en réalité il existe une différence en termes
d’inflammation (niveau moyen, sévérit¢) et de présence de plaque dentaire entre les trois
groupes. Dans notre étude, la faible taille de 1I’échantillon ne pose pas de probléme étant
donné que nous avons montré une différence entre les trois formes cliniques d’amélogénése
imparfaite héréditaire, les sujets atteints d’une forme hypominéralisée ayant un indice de
plaque d’O’Leary et état d’inflammation gingivale plus marqué que les sujets atteints d’une
forme hypomature ou hypoplasique. D’autre part, la faible prévalence de I’AIH en population
générale (1 personne sur 700 a une personne sur 14000 (Backman et Holm 1986; Witkop
1988) fait qu’il serait trés difficile de recruter un échantillon de grande taille pour réaliser une
étude de ce type. L’existence du Centre de Référence des Malformations Rares de la Face et
de la Cavité Buccale de I’hopital Rothschild a largement facilité le recueillement de nos

données, en centralisant un grand nombre de patients présentant une AlH.

La notion d’intensité des sensibilités dentinaires n’était pas une donnée possible a récolter
rétrospectivement. Une échelle d’intensité des sensibilités aurait été intéressante pour
différencier les sensibilités avec plus de précision entre les groupes, comme par exemple

I’échelle de sensibilité de Schiff (Schiff et al. 1994). Cependant, I’application de ces mesures
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chez le jeune enfant semble difficile a mettre en ceuvre. Nous avons utilis¢é un indice
dichotomique pour les sensibilités dentinaires dans notre étude rétrospective, décrites ou non
dans le dossier de 1’hopital Rothschild. Aussi, il est possible que méme s’il n’existe pas de
différence significative entre la présence de sensibilités entre les sujets atteints d’une forme
hypominéralisée et ceux atteints d'une forme hypomature, ceux atteints d’une forme
hypominéralisée présentent sans doute des sensibilités plus séveéres que ceux atteints d’une
forme hypomature. Cela rendrait le brossage plus douloureux et donc expliquerait que les
sujets atteints de la forme hypominéralisée aient plus de plaque que ceux atteints de la forme

hypomature.

Cette etude apporte néanmoins de nouvelles données dans la littérature traitant de ce sujet, et
il reste possible dans le futur d’associer les données issues de cette étude a celles issues
d’autres études utilisant une méthodologie proche de celle-ci (Markovic et al. 2010) (Sundell
1986) afin de réaliser une méta-analyse sur données individuelles. Ce traitement statistique
des données est particulierement intéressant dans le cas des maladies rares (Carey 2010) car il
permet d’obtenir des échantillons de taille plus élevée et de réaliser ainsi des analyses

multivariées ou des analyses en sous-groupes, et ainsi d’identifier des facteurs explicatifs.

Une autre limite de cette étude est le calcul des indices de plaque et d’inflammation non pas
lors de I’examen clinique mais a posteriori a partir de clichés photographiques. La profondeur
de champ ainsi que la qualité des clichés photographiques peuvent générer un biais de
mesure. Néanmoins, une étude a comparé les valeurs obtenues en mesurant I’indice de plaque
cliniquement et a partir de photographies. Les deux méthodes d’évaluation fournissaient des
résultats tres proche (coefficient de corrélation>0,8). De plus, lorsque les valeurs retenues par
les deux examinateurs étaient comparées, 1’accord entre les deux examinateurs était élevé
pour chacune des deux méthodes (coefficients de corrélation inter-examinateur>0,8) (Kelly et
al. 2008).

Enfin, nous n’avons pas de donnée concernant les habitudes bucco-dentaires, et plus
particulierement la fréquence et la durée des brossages. Pourtant, les résultats de cette étude
montrent que les sujets atteints de la forme hypominéralisée de 1’amélogénése imparfaite
héréditaire ont plus de sensibilités dentinaires et d’hypoplasies que les sujets atteints
respectivement d’amélogenese imparfaite hypoplasique et hypomature. De plus la quantité de
plaque dentaire est plus importante chez les sujets avec une AlH de type hypominéralisé ayant

des sensibilités dentinaires, probablement en raison de sensibilités au moment du brossage
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rendant le contréle de plaque personnel difficile. La présence d’hypoplasie peut également
constituer un facteur local de rétention de plaque, associé a la qualité de surface de 1’émail.
Ainsi, nous supposons que le brossage chez les patients atteints d’une forme hypominéralisée
est moins efficace du fait des sensibilités et des hypoplasies plus fréqguemment observées chez
ces sujets, sur un émail poreux. L’accumulation de plaque dentaire qui en résulte générerait en
retour une inflammation gingivale plus marquée chez ces sujets, aussi bien en étendue qu’en
sévérité. Toutefois il s’agit d’hypothéses de travail et il serait intéressant dans le futur de
collecter de nouvelles données concernant 1’hygiéne bucco-dentaire des sujets afin d’appuyer

ou non ces hypotheéses.

2.3.6.4 Perspectives de recherche

Les résultats ainsi que les limites de cette étude ouvrent plusieurs perspectives de

recherche, qui pourraient faire 1’objet de futures études :

(1) Les associations entre la présence de sensibilités dentinaires d’une part et I’indice de
plaque d’autre part, ainsi que 1’association entre I’indice de plaque et I’indice d’inflammation
gingivale, nous laissent penser que les sensibilités dentinaires, plus souvent observées chez les
sujets atteints d’une forme hypominéralisée, rendent le brossage plus douloureux, ce qui
induit un controle de plaque personnel moins efficace et donc un niveau d’inflammation
gingivale plus élevé. Toutefois, nous ne disposons pas de données concernant les habitudes de
brossage des participants (fréquence, durée, brossage contrdlé par les parents...) et il serait

intéressant dans une prochaine étude de collecter ces données.

(2) Dans cette étude, les sensibilités dentinaires ont été évaluées de maniére dichotomique
(présence ou absence). Nous ne disposons pas de données concernant 1’intensité¢ de ces
sensibilités et il est probable que méme s’il n’existe pas de différence significative entre la
présence de sensibilités dentinaires chez les sujets atteints d’une forme hypominéralisée
comparés aux sujets atteints d’une forme hypomature, ces deux formes d’amélogénese
imparfaite héréditaire différent par la sévérité des sensibilités dentinaires. Il serait intéressant
dans une prochaine étude de mesurer l’intensité de ces sensibilités dentinaires. Il est
recommandé dans la littérature d’utiliser une échelle visuelle analogique afin de mesurer les
sensibilités dentinaires. Cette échelle mesure 10 cm et le participant doit positionner la
douleur ressentie sur cette échelle entre les deux extrémités (pas de douleur ou douleur

insupportable). Par ailleurs, il est recommandé d’avoir recours non seulement a un stimulus
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meécanique, en passant une sonde perpendiculaire a la surface dentaire testée, mais aussi a un
stimulus thermique a 1’aide d’un souffle d’air appliqué a Smm environ de la surface dentaire

pendant 3 secondes (Holland et al. 1997).

(3) De plus, parmi les sujets atteints d’AIH de type hypominéralisé, des tests bactériens ont
été réalisés pour quatre d’entre eux. Les tests bactériens révélent la présence de bacteries
parodontopathogénes (A.a, P.g, T.f, T.d, P.i) au-dessus du seuil de pathogenicité. A
I’exception de Aggregatibacteractinomycetemcomitans, dont la présence est généralement
associée a la présence d’une parodontite agressive, (Haubek et al. 2008) les quatre autres
bactéries sont des pathogénes parodontaux appartenant aux complexes orange et rouge de
Socransky.(Socransky et al. 1998) (Haffajee et al. 2008). Cela laisse supposer I’existence d’un
profil bactérien spécifique chez ces patients. 1l serait donc intéressant par la suite de réaliser
des prélevements bactériens chez les participants atteints des trois formes d’amélogénése
imparfaite héréditaire afin de déterminer si une forme clinique particuliére d’amélogénése
imparfaite héréditaire serait associée a un profil bactérien spécifiqgue ou les pathogénes

parodontaux seraient présents en quantité élevée.
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Figure 27 Résultats des tests bactériens réalisés chez 4 patients atteints d’AIH
hypominéralisée.
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Conclusion :

Cette étude rétrospective réalisée sur un échantillon de 42 sujets, appariés sur 1’age et le
nombre de sites examinés, montre que les sujets atteints d’une amélogénese imparfaite
héréditaire de type hypominéralisé (n=14) présentent plus de plaque dentaire que les sujets
atteints de la forme hypomature (n=14) ou de la forme hypoplasique (n=14). D’autre part, les
sujets atteints de la forme hypominéralisée présentent également une inflammation gingivale
plus importante (en étendue et en sévérité) que les sujets atteints d’une forme hypomature ou
d’une forme hypoplasique. La présence d’hypoplasies et de sensibilités dentinaires est
également plus fréquemment observée chez les sujets atteints de la forme hypominéralisée

d’amélogenese imparfaite héréditaire.

Ces résultats laissent supposer que la présence de sensibilités dentinaires chez les sujets
atteints d’une amélogénése imparfaite héréditaire de type hypominéralisé rend le brossage
plus difficile. La présence d’hypoplasies associée a une qualité de 1’émail altérée pourrait
favoriser la rétention de plaque localement. La plaque dentaire est ainsi plus présente chez ces
sujets qui, en retour, développent une inflammation gingivale plus marquée en étendue et en
sévérité que les sujets atteints des deux autres formes d’amélogénése imparfaite héréditaire.
D’un point de vue clinique, cette étude montre que le suivi bucco-dentaire des patients atteints
d’amélogénése imparfaite héréditaire est primordial, et plus particulierement chez les sujets
atteints de la forme hypominéralisée qui semblent plus a risque au niveau parodontal. Dans
notre ¢tude, deux jeunes patients de 11 et 12 ans, parmi les 14 sujets atteints d’une
amélogénese imparfaite héréditaire de type hypominéralisé, présentent une parodontite
modeérée géneéralisée (Armitage 1999). Quatre patients atteints d’amélogénése imparfaite
héréditaire de type hypominéralisé, et dont la flore bactérienne parodontale a été analysée,
présentent une concentration en parodontopathogénes au dessus du seuil de pathogénicité. Au
VU de ces résultats, 1’éducation aux techniques d’hygiéne bucco-dentaire chez les enfants ainsi
que leurs parents, mais aussi le suivi régulier de ces patients au cabinet, avec un controle
professionnel de la plague dentaire quand cela est nécessaire, doivent étre intégrés a la prise
en charge thérapeutique des sujets atteints d’amélogénése imparfaite héréditaire, et plus

particulierement de la forme hypominéralisée.
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Une étude prospective analysant la flore bactérienne de chaque type d’AIH serait trés
intéressante, pour mieux comprendre les mécanismes bactériens qui interviennent chez ces

patients présentant une inflammation gingivale prononcée, rare chez I’enfant.
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Annexe 1 :

. Teinte ) Pertes de Lo, Loe et PCR ) Radio-
N° patient Age Type AIH Email Aspect Dureté substance Sensibilités Silness O’Leary Alvéolyse Opacité
24 ans Hypomature Jaune Lisse Oui 0,117188 24%
19 ans Hypomature Jaune Lisse Oui 1 0,126984 5% Oui 1
6 ans Hypomature Blanc Lisse Non 0,048077 14%
19 6 ans Hypomature Jaune Lisse Non 0,092784 7%
20 3ans Hypomature Blanc Lisse Non 1 0 0%
45 9 ans Hypomature Blanc Lisse Non 0 4% Non
51 8 ans Hypomature Brune Rugueux Oui 1 1,115942 38% Non 2
76 14 ans Hypomature Blanc Lisse Non 0 6%
99 Hypomature Blanc Lisse Oui 0 3%
101 15 ans Hypomature Blanc Lisse Non 0,033113 3%
104 8 ans Hypomature Blanc Lisse Dur Non 0 0,134615 13% Non 1
103 17 ans Hypomature Blanc Lisse Dur Non 0 0,047619 3% Non 1
47 11 ans Hypomature Brune Lisse Oui 0 0,462185 22% Non 1
72 17 ans Hypomature Blanc Lisse Oui 1 0,032895 4% Non 1
44 7 ans Hypomature Blanc Lisse Oui 1 0,012658 1% Non 1
21 15 ans Hypomature Jaune Lisse Oui 1 0,803922 17% Non 1
38 7 ans Hypomature Jaune Lisse Mou Non 0 0,122449 20% Non 1
71 9 ans Hypomature Blanc Lisse Non 1 0,009524 1% Non 1
24 18 ans Hypominéralisé Brune Rugueux Mou Oui 1 0,602941 23% Non 2
69 22 ans Hypominéralisé  Jaune Rugueux Oui 0,54386 22% Oui 2
89 7 ans Hypominéralisé  Jaune Rugueux Oui 1 1,457143 83% Non 2
102 NR Hypominéralisé  Jaune 2,363636 100% Oui 2
119 8 ans Hypominéralisé  Jaune Rugueux Oui 1,470588 62% Non 2
61 7 ans Hypominéralisé  Jaune Lisse Oui 1,673469 94% Non 2




65
96
15
50
54
92
93
48
23
42

150
151

10
30
31
57
70
77
107
109
126
49
66
14
82
83
100

4 ans
12 ans
8 ans
11 ans
9 ans
9ans
11 ans
7 ans
12 ans
11 ans
13 ans
22 ans
10 ans
32 ans
3 ans
3 ans
13,5 ans
10 ans
2 ans
NR

14 ans
11 ans
4 ans
35ans
6 ans
10 ans
10 ans
10 ans
7 ans

5ans

Hypominéralisé
Hypominéralisé
Hypominéralisé
Hypominéralisé
Hypominéralisé
Hypominéralisé
Hypominéralisé
Hypominéralisé
Hypominéralisé
Hypominéralisé
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique

Jaune
Brune
Brune
Brune
Jaune
Jaune
Jaune
Jaune
Jaune
Jaune
Brune
Jaune
Jaune
Jaune
Jaune
Jaune
Blanche
Normale
Jaune
Jaune
Jaune
Jaune
Blanc
Blanc
Jaune
Jaune
Brune
Normale
Normale

Normale

Rugueux
Rugueux
Rugueux
Rugueux
Lisse
Rugueux
Lisse
Lisse
Lisse
Rugueux
Rugueux
Lisse
Rugueux
Lisse
Rugueux
Piqueté
Rugueux
Piqueté
Rugueux
Rugueux
Rugueux
Piqueté
Piqueté
Piqueté
Lisse
Piqueté
Rugueux
Piqueté
Piqueté

Rugueux

Dur

Mou

Oui
Oui
Oui
Oui
Oui
Oui
Oui
Oui
Oui
Oui
Oui
Non
Oui
Oui
Oui
Oui
Non
Non
Non
Oui
Oui
Oui
Non
Non
Oui
Non
Oui
Oui
Oui
Oui

O R kB R R O R R R KB

o O » O O

N =

0,519481
0,897436
0,482759
1,223529
0,380952
0,987342
1
0,30303
1,416667
0,669643
0,19685
0,010204
0,096
0,173913
0,111111
0

0
0,154762
0,083333
0,098039
0,828571
0,472222
0

0
0,069231
0,061224
0,267717
0,15
0,026316
0,022222

58%
59%
55%
78%
7%
81%
73%
29%
82%
63%
9%
7%
3%
3%
4%
7%
1%
7%
8%
8%
39%
7%
0%
0%
8%
2%
16%
21%
6%
18%

Non
Non
Non
Non
Non
Non
Non
Non
Non

Non

Non

Oui

Non

Non

Non
Non
Non
Non
Non
Non

Non

= N P NN N NN RN
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33
53
28
122
123
124

10 ans
7 ans
15 ans
8 ans
8 ans
13 ans

Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique
Hypoplasique

Jaune
Normale
Jaune
Jaune
Jaune

Jaune

Rugueux
Rugueux
Lisse

Rugueux
Rugueux

Rugueux

Oui
Oui
Oui
Oui
Oui
Oui

= O O » O O

0,680851
0,268041
0,440367
0,038462
0,086022
0,269231

51%
8%

26%
15%
15%
14%

Non
Non
Non
Non
Non
Non

O S e =)

Les données manquantes sont laissées en blanc dans le tableau.
Pour les sensibilités : 0 = absence de sensibilité = présence de sensibilités

Pour la radio-opacité émail-dentine : 1= difference de radio-opacité émail-dentine visible radiologiquement
2 = pas de différence de radio-opacité émail-dentine visible radiologiquement

Annexe 1 Caractéristigues des patients du centre de référence étudiés.
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RESUME en francgais :

L’évaluation parodontale des patients atteints d’amélogenése imparfaite héréditaire (AIH) est un
sujet encore peu abordé dans la littérature scientifique.

Ce travail consiste en une étude rétrospective menée sur les patients atteints d’ ATH ayant consulté
au Centre de Référence des Malformations Rares de la Face et de la Cavité Buccale de 1’hopital
Rothschild entre avril 2006 et juillet 2016. L’objectif est d’évaluer 1’inflammation parodontale
entre les différents groupes d’ AIH.

L’étude a porté sur I’analyse des dossiers, des photographies intra-buccales, des radiographies
panoramiques afin de noter le type d’AIH, la présence de sensibilités, d’hypoplasies, la quantité
de plaque (indice d’O’Leary), I’inflammation gingivale (indice de Loe et Silness) et la radio-
opacité émail-dentine visible a la radiographie. L’analyse statistique a permis de comparer 3
groupes de 14 sujets (1 groupe par type d’AIH).

Cette étude montre que les patients atteints d’AIH de type hypominéralisé ont un indice de plaque
et un indice d’inflammation plus ¢élevé que les formes hypomature et hypoplasique d’AIH, en
rapport avec la présence de sensibilités et d’hypoplasies.

TITRE en anglais: Periodontal evaluation of patients with hereditary amelogenesis
imperfecta: a retrospective study.

DISCIPLINE : Odontologie pédiatrique ; Parodontologie

MOTS-CLES Francgais :

Amélogenése imparfaite (FMesh), maladies parodontales (FMesh), étude rétrospective

MOTS-CLES Anglais :

Amelogenesis imperfecta (Mesh), periodondal diseases (Mesh), retrospective study (Mesh)






