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MOTS CLES Résumé Dans ce cas clinique, nous voulons décrire les caractéristiques cliniques et les par-
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ticularités diagnostiques d’un adénocarcinome de la glande lacrymale développé 20 ans apres
une radiothérapie externe pour le traitement d’un rétinoblastome bilatéral. L’acuité visuelle,
la biomicroscopie a la lampe a fente, la photographie en couleur du fond d’ceil, la résonance
magnétique, [’orbitotomie latérale et ’analyse histologique de la tumeur sont présentées.

© 2011 Elsevier Masson SAS. Tous droits réservés.

Summary This clinical case report describes the clinical findings and diagnosis of lacri-
mal gland adenocarcinoma that developed 20years after external beam radiotherapy in the
treatment of bilateral retinoblastoma. Visual acuity, slit lamp biomicroscopy, fundus color
photography, nuclear magnetic resonance, lateral orbitotomy and histological analysis are
described.

© 2011 Elsevier Masson SAS. All rights reserved.
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Figure 1.
d’atrophie choriorétinienne secondaire a une photocoagulation au
laser argon avec radiothérapie externe.

Photographie en couleur du fond d’oeil, OG: zone

Introduction

L’adénocarcinome de la glande lacrymale est une tumeur
rare qui représente environ 5—7 % des tumeurs épitheliales
de la glande lacrymale [1,2]. On expose le cas d’un adé-
nocarcinome de la glande lacrymale chez une jeune femme
avec ayant un antecédent de rétinoblastome bilatéral traité
par énucléation, photocoagulation au laser, chimiothérapie
et radiothérapie externe dans l’enfance.

Cas clinique

Nous avons observé une femme de 23ans aux antécé-
dents de rétinoblastome bilatéral dans la deuxiéme année
de vie, traitée par énucléation de Uceil droit et traite-
ment conservateur par photocoagulation au laser argon avec
radiothérapie (3000rad) de U’ceil gauche et chimiothéra-
pie systémique (carboplatin et étoposide). En mai 2007, elle
présentait une tuméfaction en regard de la paupiére supé-
rieure gauche depuis six mois, avec un aspect en S, non
douloureuse et sans exophtalmie.

L’acuité visuelle était de 0,4 LogMar non améliorable. Il
n’y avait pas de limitation de ’oculomotricité. L’examen
a la lampe a fente montrait un segment antérieur normal
avec un réflexe photomoteur présent. Au fond d’ceil, on
remarquait la présence d’une cicatrice (zone d’atrophie
choriorétinienne) secondaire a une photocoagulation au
laser argon pour le traitement d’un rétinoblastome (Fig. 1).
L’'imagerie par résonance magnétique retrouvait, en coupe
axiale et coronale, un processus tumoral orbitaire situé
en regard de la glande lacrymale gauche avec un aspect
hypo-intense en T1et hyper-intense en T2, avec prise de
contraste intensive aprés l’administration du gadolinium
(Fig. 2). La masse tumorale n’envahissait pas les parois
osseuses.

Une intervention chirurgicale a été réalisée sous anesthé-
sie générale. L’abord chirurgical été antérieur, par le pli pal-
pébral supérieur, étendu a une ostéotomie de Kronlein et a
permis l’exérése compléte de la glande lacrymale. Les suites
opératoires ont été simples. Aprés un recul de 12 mois, on
ne notait aucune récidive. L’examen anatomopathologique

Résonance magnétique orbitaire (coupe axiale). Pro-
cessus tumoral orbitaire situé en regard de la glande lacrymale
gauche. Les parois osseuses ne sont pas intéressées par la masse
tumorale. Prothése oculaire dans la cavité orbitaire droite.

Figure 2.

montrait la présence d’un adénocarcinome au sein d’un adé-

nome pléomorphe de la glande lacrymale (Fig. 3A et B).
L’examen immunohistochimique a permis le diagnostic

d’adénocarcinome, avec notamment :

e protéine-S100: positif ;

e alpha actin: focal positive;

® pancytokeratin: positive.

Un bilan carcinologique exhaustif était entrepris a la
recherche de métastases. Le scanner corps entier et la
scintigraphie osseuse ne montraient aucune localisation
secondaire.

Discussion

Le rétinoblastome est la plus fréquente des tumeurs
malignes intraoculaires de U’enfant. Les enfants avec une
mutation du gene rb ont un risque accru de développer pen-
dant la vie, des sarcomes des tissus mous et des os, des
mélanomes et des tumeurs cérébrales avec un risque aug-
menté respectivement de 300 fois, de 100 fois et de 24 fois
par rapport a la population générale [3].

Howrey et al. [4] estiment l’incidence d’une seconde
néoplasie a 51% a 50ans du diagnostic du rétinoblastome.
Kleinerman et al. [5] révelent que l’incidence cumulative de
développer une tumeur secondaire a 50 années du diagnostic
du rétinoblastome est de 36 % pour les formes héréditaires et
de 5,7 % pour les formes non héréditaires. En plus, la radio-
therapie augmenterait le risque d’une tumeur secondaire de
3,1 fois dans les formes héréditaires. Aussi, Marees et al. [6]
révelent que la radiothérapie induit un risque de seconde
néoplasie (hazard ratio [HR]=2,81).

Dans les observations de Imhof et al. [7], seuls les réti-
noblastomes héréditaires traités avec radiothérapie externe
développent une seconde tumeur. Imhof et al. [8], de plus,
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Figure 3. Examen histologique aprés coloration par
hématoxyline-éosine. A. Présence de tubes glandulaires isolés
au sein d’un stroma myxoide, translucide, rose avec occasionnelles
cellules myoépithéliales en fusées et infiltration carcinomateuse
(x10). B. Néoplasie carcinomateuse peu différentiée avec aspect
de pénétration et destruction au sein de ’adénome pléomorphe
contigu (x40).

ont montré que Uirradiation externe modifie la glande lacry-
male en réduisant sa production des larmes.

Aussi, Mohney et al. [9] décrivent la croissance d’une
seconde néoplasie chez les sujets avec un rétinoblastome
héréditaire et pensent que la faible incidence relevée, dans
leur série, pourrait étre liée a la technique utilisée, et au
dosage de la radiothérapie.

Moll et al. [10] remarquent que la radiothérapie précoce,
avant 12 mois d’age, augmente le risque de tumeurs secon-
daires (22 versus 3%), cependant, ils notent que ce risque
serait lié davantage au champ d’irradiation qu’a ’age.

Aertes etal. [11], récemment, ont relevé que la radiothé-
rapie devrait étre utilisée exclusivement pour des tumeurs
étendues compte tenu des risques que cette thérapie
implique. Dans notre cas, l’examen anatomopathologique
et ’examen immuno-histochimique ont éliminé une méta-
stase de rétinoblastome. La formation d’un adénocarcinome
au sein d’un adénome pleomorphe de la glande lacrymale
pourrait étre le résultat des mutations chromosomiques
radio-induites sur des anomalies géniques héréditaires.

On peut présumer, donc, que |’adénome pléomorphe de
la glande lacrymale, déterminé par la radiothérapie, ait été
la premiére lésion tumorale liée a la radiothérapie. Notre
observation est proche de celle de Hadjistilianou et al. [12]
qui ont décrit la croissance d’un adénome pléomorphe 17 ans
aprés la radiothérapie pour le traitement d’un rétinoblas-
tome bilatéral chez une jeune femme.

Galatoire et al. [13], en effet, ont décrit un cas
d’adénocarcinome au sein d’un adénome pléomorphe de la
glande lacrymale et affirment que méme si cette éventualité
est rare, il faut la considérer.

Selon Rootman [14], la transformation maligne intervient
dans moins de 3% des cas sur dix ans et dans 10a 20% des
cas sur 20 ans.

Conclusion

Le risque d’apparition d’une seconde tumeur non ocu-
laire liée a la radiothérapie justifie la recherche dans
le traitement du rétinoblastome d’autres voies thérapeu-
tiques, comme la chimiothérapie sélective intra-artérielle,
la chimioréduction, la thermochimiothérapie [15] et la chi-
miothérapie combinée a la cyclosporine bien que parmi les
drogues utilisées, a I’heure actuelle, certaines sont muta-
genes et pourraient provoquer des cancers secondaires [16].

Il est préférable d’utiliser dans l’enfance, pour |’étude
diagnostique, 'IRM et l’échographie, en évitant les scanners
pour ne pas irradier inutilement ces enfants.
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