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Resumg

Aprés un historique et une revue de la littérature sur les rhinoeniomophthoromycoses,
les auteurs rapporteni deux nouveaus cas récemment diagnostigués en République Centra-
fricaine. Le premier cas est celui d'une femme peuhl dgée de 32 ans présentant une défor-
mation de toute la face lui donnant le faciés de « femme-hippopotame ». Le deuziéme cas
est celul d’un homme de 33 ans préseniant des lésions moins caricaturales et localisées a une
hémiface. D’un point de vue clinique nous reirousons dans les deux cas la présence de
nodules hypodermigues & la palpation. D’un point de vue épidémiologique nous avons
dans les deux cas la notion d’inoculation probable par grattage d’une lésion cutanée, St le
deuwiéme paiient provient d une zone de forét, la femme est originaire d’une zone de savane.
Dans les deus cas Conidioholus coronatus a pu étre isolé & partir des cultures. Un trai-
tement par Itraconazole a élé institué ches ces deus malades.

Mots-clés : REINOENTOMOPHTHOROMYCOSES, « CONIDIOBOLUS CORONATUS », REPUBLIQUE
CENTRAFRICAINE.

SuMMARY

Two new cases of rhinoentomophthoromycosis observed in Central African Republic.
Review of the literature.

After a historical account and revies of the published literature on rhinoentomophthoro-
mycosis, we report two recently recognized cases in Ceniral African Republic. The first case
was a 32 year-old « peuhl » woman with typical facial deformation thai gave her a « hipopo-
lamus-woman » aspect. The second case was a 93 year-old man with lesions that were less
typical and limited 1o one half of the face only. In both cases, hypodermic nodules were
palpable and it is likely that inoculation occurred by scratching of a skin lesion. The woman
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originates from a savan region whereas the second patient is from a forest area. In both
cases, culture were positive for Conidicholus coronatus. Treatment with itraconazole
was instituted for both patients.

Key-words : REINOENTOMOPHTHOROMYCOSIS, « CONIDIOBOLUS CORONATUS », CENTRAL
Arrican RepusLIC.

Les rhinoentomophthoromycoses sont des mycoses cutanéo-muqueuses de
la face dues & un champignon de la classe de zygomycetes : Conidiobolus coronatus.

Ces mycoses sont rares puisque depuis la publication du premier cas en
1961 (7), seulement 82 cas sont recenses. )

En République centrafricaine (R. C. A.) deux cas sont décrits dés 1964 (43, 16)
mais depuis cette date nous n’avons pas trouvé mention d’autres cas dans la
littérature. Pourtant depuis avril 1986, coup sur coup, deux nouveaux cas vien-
nent d’&tre diagnostiqués a Bangui (R. C. A.). Il nous a donc paru intéressant,
aprés avoir fait un historique de ces affections, de présenter ces deux ohserva-
tions et de les comparer -aux données cliniques, mycologiques et épidémiolo-
giques décrites dans la littérature.

1. HisToRIQUE

En 1961, Bracrg (7) décrit au Cameroun le premier cas clinique de rhino-
entomophthoromycose.

DesronsEs (15) rapporte en 1970 deux observations, I'une datant de 1956,
mais ayant débuté en 1954, ce qui la ferait considérer comme le premier cas
alricain, mais Tatteinte des épaules et du cou évoquent plutdt une hasidiobolose ;
I’autre, non datée, a trait & un cas centrafricain chez un homme.

Rapidement de nouveaux cas sont décrits au Nigéria, Sénégal en 1963 (6),
en R. C. A. en 1964 dans la région de Bouar (45).

Mais jusqu’a cette époque Uagent pathogéne n’ayant pas été isolé, les auteurs
se basant sur P’aspect histologique le rattachent a Basidiobolus ranarum décrit
par L1z Krax Joe (35) dans son observation princeps du premier cas de phyco-
mycose sous-cutanée en Indonésie.

En 1963 MarTinsox (37) sépare cliniquement les rhinoentomophthoromycoses
des phycomycoses sous-cutanées et émet Uhypothése d’un agent pathogéne diffé-
rent de Basidiobolus sp. qui serait responsable des mycoses de la face.

C. coronatus, dés 1897, est décrit comme un contaminant fréquent des
sols (14), son pouvoir pathogéne sur Jes termites mis en évidence (32) en 1937
et il est isolé pour la premiére fois de lésions d’un cheval au Texas en 1961 (9).

Ce n'est qu’en 1965 que presque simultanément Bras (8) & la Jamaique et
RexoIrTE (47) au Zaire isolent C. coronatus & partir de cas humains.

En 1966, ViLrasco (56), & partir d’une lésion du plancher de la bouche, isole
B. ranarum et se basant sur les travaux de Greer et Friepman (28) ainsi que
ceux plus anciens de Drescurer (17, 18) identifie B. ranarum comme étant en
tait Bastdiobolus meristoporus.
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La dénomination de rhinoentomophthoromycose est créée par Crarx (13)

en 1968.

Depuis de nombreux cas ont été décrits principalement au Nigeria, au Came-
roun, mais également au Zaire, en Asie et en Amérique. Au total 84 cas ont été
publiés & travers le monde (tahleau I).

Tasreau 1

Répartition géographique des cas de rhinoentomophthoromycose publiés.

Pays Nombre RéférenceAbibliographique
de cas (par ordre chronologique)
Afrique
Cameroun 11 7, 15, 34, 46, 22, 12
Congo 1 60
Cote d'Ivoire e 4 22, 21, 36
Cuinée Equatoriale .. 1 27, 51
Nigéria - 40 37, 38, 39, 40, 30, 43, 44, 41, 42
Madagascar 1 10
R.C.A. 4 45, 16, obs. actuelles
Sénégal 1 6
Tehad 1 16
Zaire 4 47, 59
Asie - Moyen-Orient
Indes 8 29, 33, 56, 31, 53
Irak 1 49 |
Amérique !
Brésil 2 2, 3
Costa-Ricsa 2 52
Colombie 1 49
Jamaique 1 8
Porto-Rico 1 54
Origine inconnue 2 5, 55
Total 84

2. PR}‘;‘SEI\'TA'IEIE)‘N DES DEUX OBSERVATIONS

Ire observation.
Histoire de la maladie :

Il s’agit d’une femme peuhl 4gée de 32 ans, évacuée sur 'hépital de Bangui pour
tuméfaction élargie de la face et provenant d’une zone d’élevage située a 200 km au
nord-ouest de la capitale.

L’affection a commencé 6 mois plus tét par le grattage d’une petite lésion cutanée
du sillon nasogénien gauche. Trois mois plus tard, il y a apparition d’un prurit et ins-
tallation progressive d’une tuméfaction de la face avec rhinorrhée.
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Phase d’état :

A Tentrée a I'hépital cette femme présente une bilatéralisation des lésions avec
déformation nasolabiale supérieure, infiltration des orifices marinaires. du phyltrum
et de la levre supérieure. Il existe une extension vers les joues avec cedéme des paupiéres
inférieures. Un manchon de scléroderme labial péri-buccal de consistance cartonnée et
prolabé donne l'aspect de « femme-hippopotame » décrit dans la littérature (35).

A la palpation, on note la présence de nodules hypodermiques mobiles au niveau du
front, du sillon nasogénien droit et de la région sous-nasale gauche. Des adénopathies
sous-maxillaires gauches et sous-mentales médianes sont présentes.

Examen paraclinique :

Les radiographies du massif facial ne montrent pas d’atteintes osseuses. On note
une opacité du sinus maxillaire gauche. '

La numération formule sanguine révéle une hyperéosinophilie & 50 %, la VS est
4 73 mm 4 la premiére heure.

L’examen histologique d’un nodule dermique met en évidence un granulome inflam-
matoire contenant des filaments mycéliens de grande section, entourés d’un manchon
éosinophile (réaction de Splendore et Hoeppli). Aspect caractéristique d'une entomo-
phthoromycose cutanée mais qui ne permet pas de faire le diagnostic différentiel entre
les affections & C. coronatus et B. meristoporus.

Le diagnostic d’espéce ‘est porté par isolement sur milien de Sabouraud de Coni-
drobolus coronatus caractérisé par :

— une croissance rapide d'une colonie blanchétre qui devient duveteuse, le tube
se couvrant d'un halo dd a I'éjection des macroconidies,

—- des conidiophores cylindriques,

— des macroconidies présentant une papille basale proéminente,

— des microconidies en couronne,

— P'absence de spores adhésives et de zygospores,

— le diagnostic différentiel avec C. incongruus se faisant par la mise en évidence de
spores villeuses.

! 2¢ observation.

H
Histoire de la maladie :

11 s’agit cette fois-ci d'un homme de 53 ans, cultivateur, provenant d’une région
de forét du sud est de la Centrafrique.

La maladie a débuté en 1984 par grattage d’un « bouton » au niveau du sillon naso-
génien gauche. Dans les semaines suivantes apparition d’une inflammation de la
muqueuse nasale avec rhinorrhée, épistaxis et obstruction nasale puis d’une tumé-
faction de I'hémiface siégeant au niveau du nez, de la joue et la lévre supérieure.

Une premiére hospitalisation a eu lieu en avril 1984, une hiopsie faite au niveau de la
lévre supérieure mais le résultat n'a pas été connu.

Dans les antécédents familiaux on note que le frére ainé du malade a présenté une
tuméfaction unilatérale importante de la face.

r« Phase d’état :

Le malade présente une importante tuméfaction de la paupiére inférieure droite et
de la lévre supérieure qui est prolabée sur la lévre inférieure. La levre inférieure est plus
légérement atteinte. On note également une tuméfaction jugale draite, un cedéme du
nez dont P'aile narinaire droite est hypertrophiée et abaissée du cété droit.

Examen paraclinique :
Le malade présente une VS a 41 a la premiére heure et la numération formule san-
guine met en évidence un taux élevé d’éosinophile (26 9,).

La radiographie des sinus en incidence de Blondeau montre une opacité du cét¢
droit.




Rhinoentomophthoromycose en République Centrafricaine.

Bull. Soc. Paih. Ez., no 5, 1987,

51




786 BULLETIN DE LA SOCIETE DE PATHOLOGIE EXOTIQUE

Le diagnostic est rapidement porté par mise en culture sur milieux de Sabouraud
d’une hiopsie cutanée et identification des caractéres spécifiques de Conidiobolus coro-
natus.

Le résultat de 'histologie qui nous est parvenu 15 jours plus tard ne montre para-
doxalement aucun signe d’atteinte fongique.

3. COMMENTAIRES

Aspect clinigue.

Les rhinoentomophthoromycoses sont des mycoses du massif facial se déve-
loppant au niveau des muqueuses des voies aériennes supérieures et pouvant
s’étendre aux tissus sous-cutanés de la face. Les lésions sont constituées par une
infiltration dermo-épidermique contenant des nodules hypodermiques. Ces lésions
évoluent lentement et restent localisées & la face et on ne note ni ulcérations
cutanées ni atteinte osseuse.

L’agent pathogéne est en général C. coronatus mais Ravisse et coll. (46) ont
décrit deux cas de mycoses de la sphére rhinopharyngée, ayant un aspect clinique
de rhinoentomophthoromycose, mais ou B. meristoporus a été isolé. Dans les
deux cas les lésions dépassaient angle de la houche et atteignaient la levre
inférieure, mais C. coronatus a été isolé également de lésions avec envahissement
de la lévre inférieure. Par contre C. coronatus n’a jamais été isolé a partir de
lésions siégeant sur le corps ou les membres. On a décrit en revanche un cas avee
lésions pulmonaires (55) et un cas présentant des ulcérations cutanées et un enva-
hissement des ganglions cervicaux (31).

Nos deux cas décrits présentent un aspect clinique typique avec présence de
nodules et envahissement de la lévre inférieure. A noter chez notre premiére
patiente la prés‘ence d’adénopathies sous-maxillaires.

Aspect paraclinique.

Dans nos deux observations les radiographies des sinus en incidence de
Blondeau montrent une opacité d’un sinus maxillaire. Cette opacité ne semble
pas en rapport avec une atteinte des sinus mais est vraisemblablement due &
Pépaisseur des tissus sous-jacents infiltrés.

Dans ces deux cas nous notons également une hyperéosinophilie, mais qui est
d’interprétation délicate car si la premiére patiente ne présentait pas d’helmin-
thiase (mais il a été prescrit un simple .examen direct des selles), le deuxiéme
malade présente une triple parasitose intestinale (anguillulose, ankylostomiase,
bilharziose intestinale).

Aspect mycologique.

Dans la deuxiéme observation nous avions ensemencé un milieu de Sabou-
raud simple mais également un milieu de Sabourand-Chloramphénicol (S. C.)
et un milieu Sabouraud-Chloramphénicol-Actidione (S. C. A.) bien que norma- y
lement contre-indiqué car inhibant la pousse de C. coronatus.

La culture sur milieu de Sabouraud simple a été envahie par une levure qui
I'a totalement détruite avant que nous n’ayons pu mettre en évidence les carac-
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téres d’espéce de C. coronatus et le diagnostic a pu étre porté par repiquage d’une
colonie qui avait trés légérement poussé sur S. C. et 5. C. A. et qui s’est ensuite
parfaitement développée sur milieux de Sabouraud simple.

Donc si ces mycoses se développent mal sur milieux contenant du chloram-
phénicol et de P’actidione, il semble quand méme intéressant d’ensemencer sys-
tématiquement, en plus de plusieurs tubes de Sabouraud simple, au moins un

tube de S. C. et un tube de S. C. A.

Aspect épidémiologique.

Contrairement aux basidioboloses, les rhinoentomophthoromycoses attei-
gnent principalement Jes adultes, quelques rares cas sont décrits chez les
enfants (2, 8).

On note une nette prédominance de I'atteinte chez les hommes (65 cas
contre 15 chez les femmes).

Cette mycose est également décrite chez des animaux en particulier des che-
vaux, des mules et un chimpanzé (9, 49).

Cette affection sévii. uniquement en zone tropicale et la majorité des cas
décrits sont originaires de zone forestiére humide (39, 40, 46).

La majorité de ces malades proviennent de zones rurales et sont issus des
classes sociales les plus pauvres qui exercent souvent un métier en plein air ou
en rapport avec la culture de la terre (40).

Le mode de contamination reste encore mystérieux d’autant plus qu’il existe
un paradoxe entre une affection rare et un champignon cosmopolite dont les
spores sont trés répandues dans le milieu extérieur. La pathogénicité expérimen-
tale de cette mycose est quasiment nulle. Différents modes de contamination
ont été évoqués : soit une inoculation par piqlre avec un végétal, soit I'inter-
vention d’un agent vecteur, soit par inhalation de spores, éventuellement suivi
de curage digital intranasal (40). Il peut étre intéressant de souligner Patteinte
possible des termites par C. coronatus et 'on peut se demander s’il n’existe pas
une intervention de ces termites ou de la terre de termitiére dans la transmission
de cette affection dans des régions ou les termites constituent un aliment recher-
cheé.

Si l'on considére les 4 cas centrafricains nous retrouvons une prédominance
masculine (3 cas sur 4). Si 'on étudie 'origine géographique, sur les 3 cas ol
nous avons cette précision, nous notons un seul cas provenant d’une zomne de
forét humide, les deux autres cas étant originaires de zone de savane arbustive.
Pour les deux derniers cas nous-avons la notion de contamination possible par
voie transcutanée a l'occasion du grattage d’une lésion cutanée. Ce grattage
est-il & Dorigine de l'affection ou en est-il la conséquence ? Dans la premiére
observation la mycose ne s’est développée que deux & trois mois aprés le grattage
de cette lésion cutanée et en est donc peut-étre la cause.

Le dernier fait intéressant de ces observations provient de l'interrogatoire
du dernier malade qui décrit dans sa région plusieurs cas de déformations simi-
laires du visage. Bien entendu il est difficile de prendre en compte ces affirmations
sans les avoir au préalable vérifiées, mais cela tend & appuyer hypothése que
cette affection est peut-étre plus répandue que ne le laisse penser le nombre
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restreint de cas publiés. Plusieurs facteurs permettent d’étayer cette hypothése :
i cette maladie est peu ou pas douloureuse et en dehors de rares cas oi les voies
respiratoires sont obstruées, cette affection est relativement hien tolérée ; si le
malade consulte dans un centre de santé et méme dans un hépital régional, le
| ~ diagnostic le plus souvent posé est celui de tumeur maligne de la face pour
b laquelle on ne proposera aucune thérapeutique ; le dernier point qui serait inté-
ressant & étudier est le vécu de cette maladie, qui transforme le visage de 'homme
i ‘ en téte animale, par le malade et par son entourage dans un contexte socio-
b culturel africaln..ll est probable que Jes personnes atteintes par cette maladie
bl se cachent et n’aillent pas chercher recours dans la médecine occidentale. 11 faut
i ~ souligner que depuis plus de 20 ans aucun cas de rhinoentomophthoromycose
' n’avait été décrit en Centrafrique.

. Aspect thérapeutique.

- La thérapeutique la plus précocement mise en place avec succes a été le trai-
‘P" tement par I'iodure de potassium (13, 30).

" P - D'autres drogues ont été prescrites sans succes, c’est le cas de '’Amphoté-
P

l

i

f

}

o ‘s ricine B (19, 34, 35) et du Nibiol® (16).
L Le kétaconazole a été utilisé avec succes par Drouret dés 1981 (19, 20).

I Pour la premiére fois I'itraconazole est utilisé dans le traitement de nos deux
P patients centrairicains et semble donner des résultats intéressants (58).

1
i 4. CoNcLusION
i

H L’observatjon de ces deux nouveaux cas centrafricains a été I’occasion de faire
; le point sur les rhinoentomophthoromycoses et de commenter quelques aspects
particuliers retrouvés en République Centrafricaine.
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