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Introduction

L’amélogenese imparfaite (Al) et la dentinogenése imparfaite (DI) sont deux maladies
génétiques qui affectent respectivement la structure de 1’émail et de la dentine. En plus du
déficit fonctionnel qu’elles engendrent (sensibilité dentaire, risque carieux ¢levé), elles altérent

toutes les deux 1’apparence du sourire des patients.

L’impact de ces maladies sur la qualité de vie et les relations sociales des jeunes patients a été

décrit dans la littérature par le biais d’interviews ou de questionnaires.

Cette these s’inscrit dans le cadre d’une étude multicentrique nationale sur « I’impact psycho-
social des amélo- et dentinogeneses imparfaites chez le jeune ». Le projet AiDiBull vise a
évaluer la qualité de vie orale, I’anxiété liée aux soins dentaires et le harcelement chez les jeunes

agés de 10 a 18 ans atteints d’amélogenése imparfaite ou de dentinogenese imparfaite.

L’objectif de cette these est de réaliser une étude des premiers résultats recueillis dans le projet

AiDiBull.

Dans un premier chapitre, nous exposons les caractéristiques physiopathologiques de chaque

maladie ainsi que les moyens de prise en charge.

Dans un deuxi¢me chapitre, nous étudions les conséquences de I’ Al et de la DI sur la qualité de
vie des patients atteints. Nous réalisons un état des lieux non exhaustif des publications

consacrées a ce sujet.

Dans le dernier chapitre de cette thése, nous exposons les résultats préliminaires recueillis. Nous
mettons en lumicre I’impact de la santé orale sur la qualité de vie, le bien-étre émotionnel et la
perception de soi. L’anxiété liée aux soins médicaux est évaluée chez les adolescents et leurs
parents. Enfin, nous nous intéressons a la fréquence des différentes formes de harcélement dans

cette population.
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1 Définition des maladies

1.1 Amélogenese imparfaite
1.1.1  Généralités

L’amélogenese imparfaite (Al) regroupe les affections génétiques du développement qui
affectent I’émail dans sa structure et son aspect clinique. Selon la forme de la maladie, 1’émail
est affecté dans sa qualité ou sa quantité. Cela touche la presque totalité des dents temporaires

et permanentes. (1)

La prévalence de la maladie varie selon les pays et leur patrimoine génétique : 1/700 (Suede) a

1/14000 (Etats-Unis).(2) C’est une maladie rare.

Plusieurs formes cliniques existent (3-5):

- Email hypoplasique : c’est un défaut quantitatif qui entraine une faible épaisseur de
I’émail, voir une absence a certains endroits. Il peut étre rugueux, lisse ou piqueté avec
une surface coronaire irréguliere. L’émail est cependant mécaniquement dur, mais sa
finesse le rend fragile. La dent est souvent jaunatre a cause de la finesse et de la

translucidité de 1’émail.

Figure 1 : amélogenése imparfaite, émail hypoplasique (service d’odontologie pédiatrique Toulouse)

- Email hypomature : c’est un défaut qualitatif avec une minéralisation réduite, dii a un
défaut de la matrice. L’émail est friable, il s’altére vite et sa susceptibilité a la carie est
majorée. Il est possible de voir des dents faire leur éruption avec un émail totalement

résorbé.
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Figure 2 : amélogenése imparfaite, émail hypomature (service d’odontologie pédiatrique Toulouse)

- Email hypominéralisé : C’est aussi un défaut de minéralisation mais cette fois di a une
calcification insuffisante de la phase organique (la matrice est sécrétée normalement).
Dés D’éruption, I’émail est d’épaisseur normale mais il est mou, jaune-brun, de

consistance crayeuse. Il fracture rapidement et met a nu la dentine.

Figure 3 : amélogenése imparfaite, émail hypominéralisé (service d odontologie pédiatrique Toulouse)

C’est une pathologie héréditaire et congénitale. Le mode de transmission de la maladie est
multiple : autosomique dominant, autosomique récessif, li€ au sexe, ou par mutation
sporadique. Les génes impliqués varient selon les formes et modes de transmission : AMELX,
ENAM, FAMS3H, KLK4, MMP20 par exemple.

L’affection peut étre associée a un syndrome ou a une pathologie systémique (3) : syndrome
tricho-dento-osseux (cheveux frisés et anomalies osseuses : geéne DLX3), syndrome
Kohlschiitter-Tonz (épilepsie et détérioration mentale), syndrome de Jalili (dystrophie des
cones et des batonnets, cellules photoréceptrices de 1’ceil : gene CNNM4), syndrome d’Heimler
(surdité neurosensorielle et anomalie des ongles), néphrocalcinose (syndrome émail-rein : géne

FAM204). (6)
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1.1.2 Diagnostic

L’amélogenese imparfaite étant une maladie génétique héréditaire, 1’historique familial doit
étre recherché en premier lieu. (3)

L’observation de la denture est primordiale. Il faut faire le point sur les différents aspects
cliniques de I’émail pour déterminer le type d’Al ainsi que sur les symptdmes non bucco-
dentaires pour relier ou non I’affection a un syndrome. (3,7)

Un diagnostic radiologique doit étre fait. La radio-opacité de I’émail atteint est moins marquée
que celle d’un émail sain, elle se rapproche de celle de 1’os et de la dentine dans la forme

hypominéralisée.

Figure 4 : orthopantomogramme d'un patient atteint d'amélogenése imparfaite hypominéralisée

(service d’odontologie pédiatrique Toulouse)

Le diagnostic génétique n’est pas systématique : a I’heure actuelle, il reste un outil de recherche.

Le diagnostic différentiel avec d’autres atteintes de 1’émail (fluorose, MIH, maladie cceliaque,
séquelles de traitement oncologique) doit étre fait grace a différentes questions pouvant les
écarter : hérédité, ensemble des dents concernées, distribution chronologique de I’atteinte,

antécédents médicaux. (8)
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1.1.3  Symptomatologie

Les patients atteints d’amélogenese imparfaite rapportent le plus souvent des sensibilités
importantes au froid et au chaud et sont dérangés par I’apparence esthétique de leur sourire due
a la couleur de leurs dents. La perte d’émail entraine des difficultés de mastication, une perte
de DVO (Dimension Verticale d’Occlusion) ainsi que de faibles contacts inter-proximaux.

La qualité altérée de I’émail n’augmente pas le risque carieux (9). Les hypothéses avancées sont
la disparition des fissures et la présence d’espaces interdentaires €largis liés aux pertes d’émail.
De nombreux cas de béances antérieures ou postérieures et des cas de dents incluses ont été
rapportés, en particulier pour les formes hypoplasiques. L’hypersensibilité rend le contrdle de
plaque difficile et I’état parodontal est impacté dans cette maladie avec des dépots de tartre.

(10,11)

1.1.4 Prise en charge

L’approche pluridisciplinaire et le suivi des le plus jeune adge sont essentiels dans la prise en
charge des patients atteints d’Al. La demande des patients concerne surtout I’esthétique et
I’hypersensibilité. Le plan de traitement sera adapté au cas par cas selon le type et la sévérité

de latteinte, I’age, la denture, les souhaits et les moyens du patient. (12)

L’enseignement de I’hygiéne bucco-dentaire est essentiel. En effet, du fait d’une forte
sensibilité, le brossage de dents est souvent négligé par les jeunes patients, ce qui entraine des

gingivites persistantes, une usure et une infiltration rapide du joint des restaurations.

La prise en charge chez les jeunes enfants réside dans le fait de protéger les dents en attendant
la fin de la croissance et la pose de restaurations pérennes. La prévention du risque carieux

passe par une application de topiques fluorés. (13)

Les restaurations adhésives, bien que peu résistantes sur un émail fragile, sont utilisées en
restaurations temporaires sur dents temporaires ou permanentes.

Parfois, la détérioration trop importante des tissus durs de la dent peut amener a réaliser des
traitements endodontiques lors des restaurations. C’est aussi le cas lors des préparations pour

les restaurations prothétiques, la pulpe peut étre exposée ou irritée.
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Dans les secteurs postérieurs, 1’'usure des dents peut entrainer une diminution de la DVO
(Dimension Verticale d’Occlusion). Ainsi, cette DVO doit étre restaurée pour préserver
I’articulation temporo-mandibulaire. Pour cela sont souvent utilisées des coiffes métalliques ou

des restaurations composites ou céramiques. (4,10)

En denture permanente et a la fin de la croissance du patient, la phase définitive peut se mettre
en place, I’objectif étant de remplacer les restaurations faites précédemment en réalisant une

approche prothétique globale, esthétique et pérenne. (14)

1.2 Dentinogenese imparfaite
1.2.1  Généralité

La dentinogenese imparfaite affecte la structure de la dentine et regroupe des maladies
génétiques a transmission autosomique dominante qui touchent les dents temporaires et
permanentes (15). Le défaut de minéralisation de la dentine modifie I’aspect dentaire dans sa
teinte, sa forme et sa résistance. (16)

Le taux d’incidence de cette maladie est de 1/6000 a 1/8000 (16).

1.2.2  Classification

Cette maladie se divise en trois formes dont une forme isolée des deux autres par sa

symptomatologie (15,17):

- 1: forme syndromique associée a I’ostéogénese imparfaite, liée a une mutation du gene
du COL1A1 ou COL1A2 codant pour le collagene 1.

- II: forme dentaire uniquement, la mutation touche le géne DSPP codant pour la dentine
sialophosphoproteine.

Le phénotype clinique est le méme pour ces deux formes.

- III : On la trouve seulement dans une population du Maryland aux Etats Unis appelée
« isolat de Brandywine ». On constate une hypotrophie de la dentine et des expositions

pulpaires fréquentes.
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Figure 5 : dentinogenése imparfaite en denture permanente (service d’odontologie pédiatrique Toulouse)

Figure 6 : arcade mandibulaire d'un patient atteint de dentinogenése imparfaite en denture temporaire (service
d’odontologie pédiatrique Toulouse)

1.2.3  Diagnostic

Les dents touchées sont dyschromiées, les variations de teintes peuvent aller du bleu-gris au
brun. Le défaut structurel de la dentine et la jonction amélo-dentinaire altérée entrainent souvent
un écaillage de 1I’émail sus-jacent, suivi d’une usure rapide de la dentine exposée. Cela entraine
une perte de DVO (Dimension Verticale d’Occlusion) par attrition. Les dents temporaires sont
souvent plus atteintes que les dents permanentes. (18)

Radiologiquement, on observe une oblitération presque complete de la chambre pulpaire ainsi
que des pathologies péri-apicales dues a une nécrose pulpaire.

La forme de la couronne est bulbeuse avec une constriction cervicale marquée. Les racines sont

courtes. (11,15,17,18)
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Figure 7 : orthopantomogramme d'un patient atteint de dentinogenése imparfaite

1.2.4  Prise en charge

Comme pour I'amélogenese imparfaite, la dentinogenese imparfaite nécessite une prise en
charge pluridisciplinaire.
Dans un premier temps, la prévention aura une place majeure avec la fluoration afin de renforcer

I’émail sus-jacent, ainsi que le scellement des sillons.

Pour la réhabilitation, les soins sont effectués dés la denture temporaire afin de préserver au
maximum une DVO normale (CVI, composites et majoritairement couronnes pédodontiques
préformées) et limiter I’usure rapide de ces dents.

En denture permanente, la réhabilitation est rapidement mise en place pour éviter des pertes de
substance et une incidence fonctionnelle et esthétique trop importante.

L’oblitération pulpaire peut provoquer des nécroses pulpaires spontanées et compliquer les

traitements canalaires avec un risque de fausse route augmenté di a I’hypominéralisation.

(11,19)

18



2 Impact des maladies sur la qualité de vie, ¢tat des lieux

2.1 Définition de la qualité de vie

L’OMS définit la qualité de vie en 1994 comme « la perception qu’a un individu de sa place
dans I’existence, dans le contexte de la culture et du systéme de valeurs dans lesquelles il vit,

en relation avec ses objectifs, ses attentes, ses normes et ses inquiétudes ».

Cela englobe aussi bien 1’état de santé physique et psychologique, la perception de soi dans le
contexte social et culturel ainsi que le positionnement par rapport a des objectifs, attentes,

normes et préoccupations. (20)

La qualité de vie se définit selon quatre axes (21) :
- L’état et les capacités physiques ainsi que I’autonomie.
- Les sensations somatiques (douleurs, symptomes, conséquences).
- L’état psychologique (estime de soi, anxiété, dépression).

- Le statut social et les relations.

Qualité de vie orale :

Les quatre grands axes cités précédemment sont adaptés a I’étude de la qualité de vie orale dans
plusieurs questionnaires comme le questionnaire COHIP ou le questionnaire Child-OIDP.

Le questionnaire COHIP se divise en cinq parties que sont la santé bucco-dentaire, le bien-étre
fonctionnel, le bien-étre socio-émotionnel, I’environnement scolaire et I’image de soi. (22,23)
Le questionnaire Child-OIDP s’intéresse a trois axes : socio-démographique, dentaire et clinique,

psycho-social. (24)

2.2 Conséquences des maladies (Al, DI) sur la qualité de vie orale

Pour des maladies comme 1’amélo- et la dentinogénése imparfaite, certaines études ont cherché
a déterminer un score de qualité de vie orale et les aspects de la maladie impactant le plus la vie

des patients. Le détail de ces études ainsi que leurs résultats est présenté dans le tableau qui suit.
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Auteur

G. Pousette
Lundgren
(Suéde) (25)

S.Parekh
(Royaume
Uni) (26)

L.
Friedlander
(France) (27)

Contexte

7 patients Al
sévere entre 16
et 23 ans

7 patients Al
entre 13 et 16
ans

40 patients Al
entre 10 et 16
ans

110 patients
atteints de
différentes
pathologies
orales dont
I’Al Entre 6 et
17 ans

Type
d’évaluation

(questionnaire,

interview,...)
Interviews
individuelles

Interviews

Questionnaire
créé a partir des
interviews

+ questionnaire
CPQ (Child
Perception
Questionnaire)

Questionnaire
socio-
démographique,
clinique et
dentaire
(OHRQol),
psycho-social

+ Child-OIDP
+ espace

d’expression libre

Scores / réponses

- Perturbation de la vie quotidienne : douleur, fractures dentaires,
honte et embarras, manque de compréhension.

- Gestion des perturbations : se cacher, s’excuser, se résigner,
obtenir de 1’aide.

- Normalisation de la vie quotidienne : réduction de la douleur,
difficultés d’alimentation, se sentir rassuré et capable d’agir
normalement.

Aspect inesthétique des dents, apparence du sourire, sensibilité,
commentaire de la part des autres et isolement.

- Améliorer la couleur des dents : important pour 90%

- Améliorer la forme des dents : important pour 74%

- Améliorer les sourire : important pour 77%

- Diminuer la sensibilité : important pour 74%

- 50% ont été victimes de moqueries occasionnellement

- Eviter de sourire : 30% occasionnellement et 23% souvent ou
tout le temps (les filles sont plus concernées)

- Attente de traitement : améliorer la couleur des dents pour 63%
- 80% aimerait un site internet/groupe de parole.

- Les patients étant les moins satisfait de leurs dents ont des
scores CPQ plus ¢élevé : impact sur la qualité de vie

Score Child-OIDP : 6.7 — 80

Une qualité de vie orale (OHRQol) basse est associée a des
problémes de forme et de couleur des dents, a I’isolement social
et au fait de se sentir différent di a la pathologie.

Dans I’espace d’expression, il ressort un manque d’information
sur la maladie, d’écoute et de suivi psychologique ;

Impact sur le sourire, douleur, difficulté d’alimentation ;
Probléme pour le financement des soins ;

Anxiété des parents pour le futur des enfants

Conclusion

Fort impact de la maladie sur la
vie quotidienne : douleur et
sensibilité, honte.

Apreés traitement par couronne
céramique les patients rapportent
se sentir comme « Normaux ».
L’esthétique est ce qui ressort le
plus des interviews et des
questionnaires

Mise en lumiére de la nécessité
d’apporter des solutions de parole
et d’écoute aux problémes
psycho-sociaux liés a cette
pathologie.

Mangque de suivi psycho-social
dans les pathologies orales
étudiées.

Appréhension des parents de ne
pas pouvoir fournir les soins
nécessaires a cause du coté
financier.
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G. Pousette
Lundgren
(Suede) (28)

Coffield
(Etats unis)
(29

G. Pousette
Lundgren
(Suede) (30)

A. Alqad,
A.C.
O’Connell
(Allemagne)
(€2))

69 patients Al
entre 6 et 25

ans VS groupe

contrdle sain

68 patients Al
de 14 ans ou

plus vs groupe

controle

8 parents
d’enfants Al
sévére (dont 6
parents
atteints)

13 parents

d’enfants Al et

DI

Questionnaires

- OHRQoL
(OHIP14 : qualité
de vie orale),

- CFSS-DS
(anxiété soins
dentaire),

- DBS-R (relation
avec le personnel
dentaire)
Questionnaires :
-SAD (Social
Avoidance and
Distress)
-OHIP-14 (Oral
Health Impact
Profile)

-FAY (Feelings
About Yourself)

Interviews

Interviews

OHIP14 : score significativement supérieur chez les patients Al
par rapport aux sains : 7.0 = 6.7 chez les Al et 1.4 =2.4 chez les
sains. Amélioration significative du score apres la thérapie par
couronne (2 ans).

Le score d’anxiété des soins est moins important que dans les
autres pathologies étudiées (fente, MIH) et il n’y a pas de
différences avant et aprés les couronnes.

Le score de relation avec le personnel n’est pas significatif.
SAD : les patients Al ont un score plus élevé que le groupe
témoin pour 1’évitement et la détresse sociale.

OHIP : les scores Al sont plus élevés, 25.2 en moyenne contre
4.4 dans le groupe controle.

Les scores d’estime de soi sont quasiment similaires dans les
deux groupes (sauf 10% des Al qui ont un score plus faible).

90% des Al sont complexés, tendus ou embarrassés par leurs
dents et 60% trouvent que la vie n’est pas satisfaisante.

4 thémes sont principalement abordés :

- se sentir coupable de la transmission

- mal informé sur le diagnostic (traitement, controle de la
douleur)

- les connaissances sur la maladie réduisent le stress

- stress psychosocial (intimidation, peur de sourire) et des soins
Nécessité d’un traitement précoce selon les parents, dés les dents
temporaires : préoccupation pour 1’esthétique plus que pour la
fonction (intégration et regard des autres).

Les parents atteints sont d’autant plus insistants sur ce point.

La qualité de vie orale des
patients porteur d’Al est trés
impactée et cet impact est diminué
grace aux thérapeutiques de
couronnes proposées.

Les résultats de 1’¢tude montrent
que I’Al constitue un frein a
I’attractivité du visage, ce qui
pose un probléme dans la vie
sociale (complexe, embarras,
détresse).

L’estime de soi des sujets est
altérée.

Impact de la maladie sur les
familles : stress et anxiété pour la
vie actuelle et future de leur
enfant avec cette maladie. La
méconnaissance de la maladie
amplifie ce stress.

Le traitement rapide et les
connaissances du dentiste
pédiatrique sont fortement
demandés par les parents.
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A. Lyne
(Royaume
Uni) (32)

S. Wiemann
(Allemagne)
(33)

60 enfants et
adolescents Al
entre Set 17
ans

257 patients
atteints de
différentes
maladies rares
agés de 16 ans
ou plus

Questionnaire
PROM (Patients-
Reported Outcom
Mesure)

OHIP 14 (qualité
de vie orale)

- 72% éprouvent parfois ou souvent de la sensibilité ou de la
douleur sur leurs dents.

- 76% ne sont pas contents de 1’aspect de leurs dents (la majorité
des patients en post-traitement ont indiqué étre satisfaits de leurs
dents).

- 29 % trouvent que leurs dents affectent leur confiance en eux.

Dans le groupe comprenant les défauts de minéralisation dont
I’Al et la DI, le score moyen OHIP 14 était de 15,9.

Dans la population générale Allemande le score OHIP14 a été
évalué a 4,009.

Tableau 1 : Littérature : conséquences des maladies (A1, DI) sur la qualité de vie orale

Les préoccupations des patients
qui reviennent le plus sont leur
apparence et leur confiance en
eux, puis la douleur. Moins de
patients disent subir des
moqueries.

Les enfants qui ont bénéficié d’un
traitement sont globalement
satisfaits de leurs dents et
ressentent un bénéfice. Cela
montre 1I’importance d’une
orientation précoce vers des
centres spécialisés

Les maladies rares avec des
symptdmes oro-faciaux ont un
impact sur la qualité de vie orale.
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2.2.1 Préjudice fonctionnel et douloureux

La sensibilité et la douleur liées a I’amélo- et dentinogenése imparfaite sont des points qui
sont largement évoqués par les enfants sondés dans toutes les études. 11 y a une demande de
diminution de la sensibilité dans les soins attendus.

On constate aussi des difficultés lors de I’alimentation et les patients rapportent devoir éviter
certains aliments ou utiliser une paille pour boire.

Les scores relatifs a la qualité de vie orale montrent qu’elle est impactée par les symptomes

de la maladie et qu’elle est plus faible que pour des enfants sains.

2.2.2  Préjudice esthétique, perception de soi

L’esthétique prend une part importante dans la perception de soi. Les enfants atteint d’Al ou
de DI souffrent de préjudices esthétiques dus aux dyschromies, a la morphologie, a 1’état de
surface de leurs dents et a la perte de DVO.

Les résultats des différentes études montrent que les enfants atteints d’Al ou de DI ne sont
pas satisfaits de leur sourire et évitent de montrer leurs dents. Les patients interrogés sur leur
ressentis rapportent de I’embarras, de la honte et une faible confiance en eux.

Une qualité de vie orale faible est corrélée avec des problémes de forme et de couleur de
dents.

Les parents interrogés dans les différentes études se soucient beaucoup de I’aspect esthétique

de la maladie de leur enfant et évoquent la nécessité d’un traitement précoce.

Les études qui ont analysé I’impact des traitements montrent une amélioration de la

perception de soi et une plus grande satisfaction du sourire.

2.2.3 Impact psycho-social

En plus du regard négatif qu’ils portent sur eux-mémes, ces enfants sont sujets a des
moqueries de la part d’autres enfants, a 1'origine d’une détresse sociale. Les parents
d’enfants atteints d’ Al parlent d’un stress psycho-social de leur enfant dii a du harcélement,
de I’intimidation et la peur de sourire.

Quelques études mettent en lumiere la demande et la nécessité de solutions a ces problemes

psycho-sociaux : groupe de parole, suivi psychologique, plateforme internet.
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2.2.4 Conclusion

Toutes les études citées précédemment montrent 'impact de 1’amélo- et dentinogenése

imparfaite sur la qualité de vie orale des enfants.

L’impact psycho-social est étudié, la plupart du temps par la fréquence des moqueries subies,
mais aucune étude ne s’intéresse aux termes de harcelement (physique ou moral) ou de
cyber-harcélement. Or cette forme de harcélement apparait dans les années 2000 avec

I’apparition des réseaux sociaux et concerne 15 a 25% des jeunes. (34)
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3 Etude de I'impact de la sant¢ orale sur la qualité de vie

3.1 Contexte de 1’étude

Dans la société actuelle, les relations et interactions humaines sont conditionnées en partie
par I’apparence physique. Le visage et la bouche sont au centre de ces interactions, ils servent

a la communication verbale avec la parole, et non verbale avec les mimiques et les émotions.

Les symboles sociétaux influencent notre perception de la beauté. Ainsi, un sourire
harmonieux, symétrique, des dents blanches et lumineuses sont synonymes de beauté et de
santé. Une anomalie de couleur des dents comme chez les patients atteints d’amélogencse
imparfaite ou de dentinogenése imparfaite diminue I’esthétique du sourire et attire

spontanément le regard des interlocuteurs.

Comme vu précédemment, les patients disent éviter de sourire, se cacher la bouche, avoir
honte de leurs dents. Les quelques études ayant mis en lumiere I’impact psycho-social de

ces maladies montrent que ces enfants sont moqués et taquinés.

Le harcelement est défini comme un comportement agressif répétitif, intentionnellement
malveillant et impliquant un déséquilibre de pouvoir entre 1'auteur et la personne agressée.
Ce terme regroupe la violence physique, verbale, relationnelle et la cyberviolence. (35)
L’impact psycho-social est, de maniere générale, peu étudié pour ces maladies et le cyber

harceélement n’a jamais été étudié.

Cette these s’inscrit dans le cadre d’une étude multicentrique nationale : « Impact psycho-
social des amélo- et dentinogencses imparfaites chez le jeune ». Le projet AiDiBull,
coordonné par le Dr. Emmanuelle NOIRRIT-ESCLASSAN (promoteur : CHU de
Toulouse), vise a évaluer la qualité de vie orale, I’anxiété liée aux soins dentaires et le
harce¢lement chez les jeunes agés de 10 a 18 ans atteints d’amélogenese imparfaite (Al) ou
de dentinogenese imparfaite (DI) qui consultent les CRMR de Paris, Strasbourg et les
Centres de Compétence des Maladies Rares (CCMR) de Bordeaux, Lyon, Marseille, Nantes

et Toulouse.
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3.2 Objectifs

Dans cette these sera faite une analyse des premiers résultats recueillis entre octobre 2021 et
mai 2022 dans le projet AiDiBull en comparaison avec un pool de patient exempts
d’anomalie de structure dentaire.

L’objectif principal est d’évaluer I’impact psycho-social de 1’amélo- et dentinogené¢se

imparfaite chez les adolescents de 10 a 18 ans atteints.

Concernant les objectifs secondaires, il s’agit d’étudier I’impact de la santé orale sur la
qualité de vie, d’étudier le bien-€tre émotionnel et I’image de soi, en confrontant la vision
des parents et des adolescents.

La proportion d’enfants harcelés sera évaluée en fonction des différentes dimensions du
harcelement (face a face ou par internet). Les résultats seront analysés en parallele avec la
perception de la qualité de vie et le point de vue des parents.

L’anxiété liée aux soins médicaux sera évaluée chez ’adolescent et ses parents.

3.3 Matériel et méthodes

Il s’agit d’une étude observationnelle transversale non interventionnelle nationale avec
recrutement prospectif et consécutif des participants. Les informations sont recueillies par
des auto-questionnaires et par un examen bucco-dentaire conventionnel, clinique et
radiologique.

Dans le cadre de cette thése, seules seront analysés les données des 30 premiers patients
inclus dans le projet AiDiBull.

Pour avoir une base de comparaison, nous avons collecté les données d’un groupe témoin
avec des patients de la méme tranche d’age, non atteints d’Al ou de DI, consultant pour un

bilan bucco-dentaire de routine.
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e Examen clinique :

Lors d’une consultation de suivi ou de soins (mais pas lors d’une consultation diagnostique),
I’enquéte est présentée a I’enfant et a ses parents, les critéres d’inclusion et de non inclusion
sont vérifiés et le consentement éclairé des enfants et des parents est recueilli.

Lors de I’examen clinique bucco-dentaire, les données de 1’état bucco-dentaire sont

collectées par I’investigateur sur 1‘application Sphinx Online, gérée par le CHU de Toulouse.

e Auto-questionnaire :

Les auto-questionnaires anonymisés sont remplis par le patient et son parent, sur papier ou
par voie €lectronique sécurisée via un QR code avant ou apres la consultation.

Le questionnaire adolescent/patient contient un questionnaire sur 1’anxiété liée aux soins, un
autre sur la qualité de vie orale et un sur le harcélement.

Le questionnaire parent contient un questionnaire sur I’anxiété liée aux soins dentaires du

parent et un sur la qualité de vie orale de ’enfant évaluée par son parent.

Les questionnaires utilisés sont les suivants :

- CFSS-DS : Children's Fear Survey Schedule-Dental Subscale (36), pour mesurer
I’anxiété liée aux soins dentaires des enfants. Si le score est supérieur a 38, ’enfant est
considéré comme anxieux.

- MDAS : Modified Dental Anxiety Scale (37), pour mesurer I’anxiété li€ée aux soins
dentaires des parents. Si le score est supérieur ou égal a 13, la personne est considérée
comme anxieuse.

- COHIP : Child Oral Health Impact Profile (38), validé en frangais, pour mesurer la qualité
de vie orale auto-reportée par les adolescents. Ce questionnaire de 34 questions évalue
cinqg domaines : santé bucco-dentaire, bien-étre fonctionnel, bien-étre socio-émotionnel,
environnement scolaire, image de soi. Le score maximum est de 136. Un score élevé signe
une santé orale impactant peu la qualité de vie, donc une qualité de vie satisfaisante.

- P-CPQ: Parents Perception of the Child’s OHR-QOL (39), concerne I’impact de 1’état
bucco-dentaire sur le bien-étre des enfants et sur leur vie quotidienne, ainsi que 1’impact
sur leurs familles. Ce questionnaire évalue quatre domaines : santé bucco-dentaire, bien-
étre fonctionnel, bien-étre émotionnel, bien-étre social. Le score maximum est de 124 et

montre alors un impact négatif de la santé orale sur la qualité de vie.
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- BCS-A : Bullying and Cyberbullying Scale for Adolescents (40), qui permet de mesurer
les types de harcelement chez les adolescents (harcelé/harceleur et face-face/via les
réseaux sociaux). Il y a harcélement si I’enfant coche au moins une fois la réponse «

trois fois ou plus ».

3.4 Critéres de sélection

e C(Critéres d’inclusion :

Criteres d’inclusion valable pour les deux groupes (expérimental et controle) :

- avoir de 10 a 18 ans,

- avoir acces a un téléphone portable et/ou tablette et/ou ordinateur personnel ou familial

- étre couvert par la couverture sociale de 'un de ses parents

- comprendre le frangais et dont un des parents (ou représentant légal) comprend le frangais
- avoir déclaré sa non opposition et dont un des parents (ou représentant I€gal) a déclaré sa

non opposition pour participer a I’étude.

Criteres d’inclusion spécifiques aux adolescents du groupe expérimental :
- consulter dans les CRMR O-Rares de Strasbourg ou Paris-Rothschild ou les CCMR de
Bordeaux, Lyon, Marseille, Nantes, Toulouse pour une consultation de soin ou de suivi

- étre porteur d’amélogenése imparfaite ou de dentinogenése imparfaite non syndromique

Critere d’inclusion spécifique aux adolescents du groupe contrdle :

- patient consultant pour une consultation de suivi

e (ritéres de non inclusion :

Critére de non inclusion valable pour les deux groupes (expérimental et controle) :

- enfant ne sachant pas lire ou dont les 2 parents (représentants légaux) ne savent pas lire.

Critére de non inclusion spécifique aux adolescents du groupe expérimental :
- enfant se présentant pour une consultation diagnostique
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Critéres de non inclusion spécifiques aux adolescents du groupe contrdle :
- étre porteur d’amélogenese imparfaite ou de dentinogenése imparfaite

- étre atteint d’autres anomalies de 1’émail ou de la dentine

3.5 Présentation des résultats

Le groupe expérimental de 30 patients/adolescents inclus entre octobre 2021 et mai 2022 est
compos¢ de 15 filles et 15 garcons, dont la moyenne d’age est de 12,8 ans. Le nombre de
sujets nécessaires dans I’étude est de 76. Nous ne présentons donc que des résultats
préliminaires.

La majorité des adolescents inclus sont atteints d’amélogenese imparfaite (10 ont une forme
hypoplasique, 6 hypomature, 4 hypominéralisée et 4 mixte). Seulement 4 sont atteints de
dentinogenese imparfaite. Sur les 30 adolescents inclus, 21 ont une atteinte sévere selon le
score IOTA (41). Treize patients ont été inclus dans le centre de compétence O-Rares de
Toulouse, 9 dans le centre de référence de Strasbourg, 6 dans le centre de compétence de

Nantes, 1 dans le centre de Lyon et 1 dans le centre constitutif de Paris Rotschild.

Le groupe témoin est composé de 25 adolescents inclus entre mars 2022 et mai 2022 dans la

région toulousaine ; la moyenne d’age est de 12,9 ans.
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Groupe expérimental (n=30) Groupe controle (n=25)

Etat
gingival 0,72 (gingivite légere) 0,34 (gingivite légere)
moyen (Score
de Loe et Silness)
) Caries dentinaires traitées = 10 Caries dentinaires traitées = 6
Caries Caries dentinaires non traitées =4 Caries dentinaires non traitées = 3
Antécédents
29 sujets 7 sujets
de soins
- Béances antérieure et/ou - Béances antérieure et/ou
postérieure = 11 postérieure = 3
- Articulé inversé =7 - Articulé invers¢ = 2
Occlusion - Supraclusion =7 - Supraclusion = 3
- Dysharmonie dent arcade = 6 - Dysharmonie dent arcade = 5
- Proalvéolie = 5 - Proalvéolie = 1
- Denture espacée = 8 - Denture espacée = 0

Tableau 2 : Etat dentaire des deux groupes

3.5.1 Impact de la santé orale sur la qualité de vie

- Perception par les adolescents :

Les résultats du questionnaire COHIP (Child Oral Health Impact Profile) mettent en évidence

un impact de la santé orale sur la qualit¢ de vie supérieur dans le groupe atteint

d’amélogenése imparfaite ou de dentinogenese imparfaite (groupe AI/DI) avec un score

moyen de 72,3 comparé au groupe controle (score 106,1) (le score maximal est de 136).

La sévérité¢ des anomalies de structure a été auto-évaluée par les adolescents. Nous avons

pris en compte 4 critéres :

- TP’hypersensibilité évaluée par un score EVA (Echelle Visuelle Analogique) et

considérée comme présente si ’EVA était supérieur ou égal a 4.

La question était « sur une échelle de 0 a 10, a combien évalues-tu la sensibilité de

tes dents ? » (0 : pas sensible, 10 : trés sensible).

- La dimension « santé orale » du questionnaire COHIP (un score élevé traduit une

bonne qualité de vie orale).



- La dimension « bien-étre fonctionnel » du questionnaire COHIP.

- L’aspect des dents évalué sur une échelle de 0 a 10 en répondant a la question « sur
une échelle de 0 a 10, comment trouves-tu I’aspect de tes dents ? » (0 : pas satisfait,
10 : trés satisfait). L’aspect des dents est considéré comme satisfaisant si la réponse

est supérieure ou égale a 6.

Score moyen Al /DI TEMOINS
Hypersensibilité /10 6,1 3,9
Score de santé orale (COHIP) /40 19,8 29,1
Score bien-étre fonctionnel (COHIP) / 24 14,7 21,6
Aspect des dents /10 3,4 7.3
Score total / 84 44 61.9

Tableau 3 : perception des anomalies de structure par les adolescents

Nous pouvons mettre en évidence que les adolescents du groupe Al/DI pergoivent une moins
bonne santé bucco-dentaire que le groupe témoin et une hypersensibilité plus marquée. En
effet, 76,7% sont considérés comme hypersensibles contre 44,4% dans la population du
groupe controle.

Concernant les dimensions santé orale et bien-étre fonctionnel, les résultats révélent un
impact négatif de 1’état dentaire sur la qualité de vie dans le groupe AI/DI comparé au groupe

témoin.

Grace a ces quatre résultats, nous mettons en évidence que les anomalies de structure liées a
I’amélogenese imparfaite et la dentinogenese imparfaite impactent négativement la
perception de leur santé bucco-dentaire par les adolescents et se reflétent dans leur qualité

de vie au niveau fonctionnel et esthétique.
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- Perception par les parents :

A la question « comment évaluez-vous la santé des dents, Iévres, machoires et bouche de
votre enfants ? », 93,3% des parents du groupe Al/DI considérent la santé bucco-dentaire de
leur enfant comme « moyenne » ou « mauvaise » alors que 92% des parents du groupe

témoin la considérent comme « bonne », « trés bonne » ou « excellente ».

60% des parents du groupe AI/DI considérent que 1’état bucco-dentaire de leur enfant
affecte « beaucoup » ou « énormément » son bien-&tre alors que 88% des parents du

groupe témoin considérent qu’il I’affecte « un petit peu », « trés peu » ou « pas du tout ».

Santé bucco-dentaire des adolescents percue par Santé bucco-dentaire des adolescents percue par
leur parent (groupe atteint) leur parent (groupe contréle)

= Excellente Trés bonne Bonne = Moyenne = Mauvaise = Excellente Trés bonne Bonne = Moyenne = Mauvaise

Impact de la santé bucco-dentaire sur le bien-étre Impact de la santé bucco-dentaire sur le bien-étre
des adolescents (groupe atteint) des adolescents (groupe contréle)

= Pas du tout Un petit peu Tréspeu ® Beaucoup M Enormement ® Pas du tout Un petit peu Tréspeu ®Beaucoup ® Enormement
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3.5.2 Perception de soi et bien-&tre émotionnel

Les anomalies de structures liées a I’Al et la DI rendent le sourire des malades inesthétique
et nous avons mis en évidence un mal étre socio-émotionnel chez les adolescents étudiés.
Nous nous sommes intéressés a certaines dimensions du questionnaire COHIP comme le
bien-&tre émotionnel, I’environnement scolaire et I’image de soi et avons constaté un écart
franc entre le groupe AI/DI et le groupe contrdle pour le bien-étre fonctionnel (10,5 d’écart
pour un score maximal de 32) et I’environnement scolaire (5,5 d’écart pour un score maximal
de 16).
En revanche, nous n’avons pas pu mettre en ¢vidence de différence marquée entre les deux
populations dans le domaine « image de soi ». Les questions de ce domaine sont celles qui
ont eu le plus de réponse « ne sais pas ».
Les questions posées étaient :

- Je pense que j’ai de bonnes dents.

- Lorsque j’aurai vieilli (grandi) je crois (pense) que j’aurai de bonnes dents.

- Lorsque j’aurai vieilli (grandi) je crois (pense) que j’aurai une bonne santé

générale.

- Je me sens bien dans ma peau

Pour ces quatre questions, la moyenne des réponses est plus ¢levée dans le groupe contrdle

(meilleure image de soi).

- As-tu été rassuré(e) ou mis(e) en confiance grace a tes dents, ta bouche ou ton
visage ?
- As-tu eu 'impression que tu étais beau/belle a cause de tes dents, de ta bouche ou

de ton visage ?

Pour ces deux questions, la moyenne est plus élevée dans le groupe expérimental mais 1/3 a
répondu « ne sais pas » a la question « As-tu été rassuré(e) ou mis(e) en confiance grace a

tes dents, ta bouche ou ton visage ? ».

Bien-étre Environnement Image de soi
émotionnel /32 scolaire /16 /24
Al/DI 15,8 9,4 12,2
Témoins 26,3 14,9 13,4

Tableau 4 : Score COHIP pour les domaines « bien-étre émotionnel », « environnement scolaire » et « image de soi »
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Dans le domaine esthétique, 1I’évaluation de I’aspect dentaire par échelle visuelle analogique
(EVA) révele un score moyen et une satisfaction plus faibles dans le groupe expérimental.
En effet, a la question « comment trouves-tu ’aspect de tes dents ? », le groupe expérimental
obtient un score moyen de 3,4 alors que le groupe controle obtient 7,3. 83,3% des patients
Al/ DI ne sont pas satisfaits de 1’aspect de leurs dents contre 40% dans le groupe témoin
(score <ou=a 6).

Ces résultats mettent en avant ’impact des anomalies de structure de I’amélogenése
imparfaite et de la dentinogenése imparfaite sur I’aspect du sourire et sur I’image que portent

ces adolescents sur leur bouche.

Le bilan socio-émotionnel fait état d’un mal-étre dans cette population avec des adolescents
qui éprouvent des difficultés dans leurs milieux social et scolaire, sans toutefois se plaindre

d’une altération de I’image de soi selon le questionnaire COHIP.

3.5.3 Anxiété liés aux soins médicaux

Les personnes atteintes de DI ou d’Al sont amenées a consulter régulierement leur
chirurgien-dentiste et pour certaines a €tre suivies exclusivement en milieu hospitalier
(18/30). La question de I’anxiété li¢e aux soins médicaux et son impact sur le bien-&tre peut
se poser pour cette population.

Cette anxiété a été évaluée chez les adolescents (score CFSS-DS : Children's Fear Survey
Schedule-Dental Subscale) et chez leurs parents (score MDAS : Modified Dental Anxiety
Scale).

Nous n’avons pas pu mettre en évidence d’anxiété liée aux soins plus importante dans le
groupe AI/DI. En effet, 17% étaient considérés comme anxieux contre 20% dans le groupe
contrdle.

Le nombre de parents anxieux était plus élevé que celui des adolescents dans les deux

groupes. La majorité des adolescents anxieux avait un parent qui I’était aussi.
Nous ne pouvons donc pas conclure que Iatteinte par amélogenése imparfaite ou

dentinogenése imparfaite provoque une anxiété liée aux soins médicaux. En revanche, les

parents transmettraient leur anxiété a leurs enfants.
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3.5.4 Harcelement et cyber-harcélement

Avec le questionnaire BCS-A (Bullying and Cyberbullying Scale for Adolescents), un enfant
est considéré comme harcelé s’il a au moins une réponse « trois ou plus ». Nous constatons
que dans le groupe expérimental comme dans le groupe témoin, 20% des adolescents sont
considérés comme harcelés en face a face et 4% sont cyber-harcelés, méme si I’on peut
douter que la cause du harcélement soit d’origine dentaire pour le groupe controle.

Si nous prenons maintenant en compte toutes les réponses, excepté « jamais », 70% des
sujets AI/DI ont déja subi des moqueries, taquineries ou violences en face a face contre 44%
dans le groupe contrdle. 34% des sujets AI/DI en ont déja subi sur internet contre 20% dans

le groupe témoin.

Harcélement en face 3 face Cyber-harcélement

. || :
q — —

Groupe atteint {Groupe contride Groupe atteint (Groupe contrile

W Haroelés Non harceles W Harceles Mon harcelés

Taquineries, moqueries, Taquineries, moqueries,
violence en face a face violence sur internet

25 25

20 20

15 15

10 . 10

; ) ||
Groupe atteint Groupe contrile Groupe atteint Groupe contrile
W Au mgins une réponse "une fois™ M Au moins une réponse "une fois"

"jamais” pour toutes les questions jamais pour toutes les gquestions

Nous ne pouvons pas mettre en évidence de différence sur le pourcentage d’adolescents
considérés comme harcelés dans les deux populations mais nous constatons tout de méme
une fréquence plus importante des moqueries, taquineries et violences dans la population

des adolescents atteints d’ Al ou de DI.

L’analyse des résultats au questionnaire COHIP pour les adolescents harcelés et non harcelés
dans les deux populations montre un écart plus important entre le score COHIP des harcelés
et des non harcelés dans le groupe des adolescents atteints d’ Al ou de DI que dans le groupe

témoin.
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Dans le groupe expérimental, nous avons remarqué une différence trés importante dans la
sous-section « bien-&tre émotionnel » avec un score de 17,5 pour les adolescents non harcelés

contre 9,2 pour les harcelés.

Nous pouvons émettre I’hypotheése que le harcélement subi par les adolescents atteint d’Al
ou de DI a un impact sur leur qualité de vie, notamment au niveau émotionnel. Méme si les
adolescents des deux groupes rapportent les mémes scores de harceélement, la différence
observée au questionnaire COHIP entre les adolescents harcelés Al /DI et les adolescents
sans anomalie dentaire suggere que la maladie et I’impact qu’elle a sur leur sourire pourrait

étre la cause de ce harcélement.

Dans le questionnaire adressé aux parents, une question s’intéresse a leur perception du
harcelement. L’analyse des réponses données par les parents des adolescents harcelés montre
une sous-estimation ou une méconnaissance des parents quel que soit le groupe
(expérimental ou témoin).

En effet, pour les 6 adolescents AI/DI harcelés, 4 parents ont répondu « jamais » a la question
« votre enfant a-t-il été embété par d’autres enfants ? ». Dans le groupe témoin, ce sont tous

les parents des adolescents harcelés qui ont répondu « jamais ».
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3.6 Discussion

Dans cette étude préliminaire des résultats du projet AiDiBull, nous montrons que la santé
orale des adolescents atteints d’ Al ou de DI a un impact sur la qualité de vie avec les résultats
du questionnaire COHIP et la comparaison avec le groupe controle. Le groupe controle
constitué pour cette thése obtient un score moyen de 106, ce qui correspond aux données de
la littérature pour la population générale (score moyen de 102). (38,42)

En revanche, il n’existe aucune donnée pour la population d’enfants et adolescents atteints
d’Al ou de DI. La taille limitée de 1’échantillon et la faible proportion d’adolescents atteints
de dentinogenése imparfaite ne nous permet pas de faire de comparaison entre les deux

maladies (Al et DI).

Comme nous I’avons montré, les adolescents atteints d’Al et de DI ne sont pas satisfaits de
leur sourire et leur bien-étre socio-émotionnel est altéré par leur santé orale. Certaines études
montrent que les traitements proposés aux patients pour améliorer leur sourire et diminuer
leur hypersensibilité ont fait leur preuve, ils sont satisfaits de leur sourire et retrouvent une
confiance en eux (25,28,32). La mise en place de traitements précoces est donc une solution

a apporter a ces patients pour limiter I’impact psycho-social de la maladie.

Les données collectées sur ’anxiété liée aux soins médicaux ne montrent pas une anxiété
majorée dans la population atteinte d’Al ou de DI.

Dans la littérature, on considére que 9% des enfants et adolescents ont une anxiété vis a vis
des soins dentaires (43). La population de notre étude est considérée comme anxieuse a 17%
mais elle n’inclut que des adolescents et il semblerait que 1’avancée en age réduise 1I’anxiété
(43). De plus, en fonction du questionnaire utilisé pour évaluer 1’anxiété, les scores peuvent
étre différents.

Cependant, nous n’avons pas mis en évidence d’anxiété supérieure chez les adolescents
atteint d’Al ou de DI par rapport au groupe contrdle. Dans I’article de référence de G.
Klingberg (43), il est montré que la douleur, les expériences de soins négatives et la non
familiarité du soignant augmentent I’anxiété liée aux soins. Or dans la population atteinte
d’Al ou de DI, les nombreux soins dentaires et visites de controle familiarisent les enfants
avec le personnel soignant. De plus, la majorité est suivie en milieu hospitalier (18/30) par
des spécialistes qui savent gérer leur pathologie, I’anxiété et les soins qui I’accompagnent.

Tous ces éléments peuvent expliquer I’anxiété limitée de cette population.
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En ce qui concerne le harcélement et la vision des parents sur le sujet, nous avons montré
que la quasi-totalité des parents d’adolescents harcelés ne le soupgonnent pas. Visiblement,
les adolescents se confient peu a leurs parents sur les violences qu’ils peuvent endurer. Ainsi,
comme I’ont montré certaines études (26,27), proposer un systéme d’écoute, un groupe de
parole ou un suivi psychologique aux adolescents atteints de ces maladies pourrait permettre

de diminuer I’impact négatif sur leur bien-étre et de diminuer les moqueries et violences.

Les résultats préliminaires du projet AiDiBull étudiés dans cette thése mettent en lumicre
certaines facettes de I’impact de la maladie sur les adolescents étudiés mais avec seulement
30 sujets inclus, 1l est difficile de tirer des conclusions. L’étude doit inclure 76 patients, ce

qui permettra de donner plus de signification aux résultats.
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Conclusion

L'amélogene¢se imparfaite et la dentinogenése imparfaite sont deux maladies
génétiques rares qui affectent le développement et la structure, respectivement de 1'émail et
de la dentine. La littérature relate un impact psycho-social de ces maladies avec une
altération du bien-étre fonctionnel, émotionnel et social des enfants atteints qui subissent
régulicrement des moqueries. Cependant, aucune étude ne s’est réellement intéressée au
harcelement et a son impact sur les adolescents malades. En effet, de nos jours c'est un sujet

de plus en plus abordé dans la société mais ce phénomene a toujours existé.

L'objectif de notre travail était d'analyser les résultats préliminaires du projet multicentrique
AiDiBull "Impact psycho-social des amelo- et dentinogenese imparfaite chez le jeune".
Nous avons étudié un groupe de 30 patients (26 Al et 4 DI) sur les 76 nécessaires au projet,

et ’avons comparé a un groupe contrdle de 25 patients exempts de ces deux maladies.

Les résultats ont montré que les adolescents atteints d’Al ou de DI percevaient leur santé
orale comme mauvaise et que cela impactait négativement leur qualité de vie tant dans le
domaine fonctionnel qu’esthétique et social. L’atteinte du sourire par leur maladie est donc
un frein dans leur développement social et émotionnel. Peu de ces adolescents ont été
considérés en situation de harceélement mais la majorité a quand méme rapporté subir
régulierement des moqueries, taquineries et violence. Cependant, les parents sont peu

conscients de ce que subissent leurs enfants.

Les résultats de notre étude sont prometteurs pour la suite du projet AiDiBull qui va
permettre de disposer d’un état des lieux des difficultés rencontrées par ces patients et de
leur proposer des solutions adéquates. La prise en charge précoce de I’esthétique de leur
sourire est primordiale pour retrouver leur confiance en eux et leur permettre de se
développer sereinement dans leur environnement social et scolaire sans se sentir différents
des autres. Des solutions d’accompagnement psychologique sont a mettre en place avec ces

adolescents pour leur permettre de se confier sur les difficultés engendrées par leur maladie.

Vu le Président du Jury Vu la Directrice de These
Pr Frédéric VAYSSE Dr Emmanuelle NOIRRIT-ESCLASSAN
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Annexes

Annexe 1 : Résumé du protocole AiDiBull

CHU de TOULOUSE
Hotel Dieu
PROMOTEUR
2, rue Viguerie TSA 80035
31059 TOULOUSE cedex 9
Dr Emmanuelle Noirrit-Esclassan
Odontologie Pédiatrique
INVESTIGATEUR Hopital des Enfants
330, avenue de Grande-Bretagne,
TSA 70034
31059 TOULOUSE CEDEX 9
TITRE « Impact psycho-social des amélo- et dentinogenéses imparfaites chez le jeune»
AiDiBull
Dentinogenése et amélogenése imparfaites sont des anomalies de développement dentaire héréditaires rares qui se
traduisent par une esthétique du sourire sévérement diminuée (anomalie de forme et de couleur) et des douleurs liées aux
fractures amélaires spontanées laissant la dentine a nu. Ces douleurs ont des conséquences fonctionnelles car elles sont
présentes lors de la mastication, de la ventilation et du brossage dentaire. Leurs conséquences psycho-sociales ont été peu
étudiées.
Le harcelement est défini comme un comportement agressif répétitif, intentionnellement malveillant et impliquant un
déséquilibre de pouvoir entre l'auteur et la personne agressée. Les formes les plus courantes de harcélement comprennent
la violence physique, verbale, relationnelle et la cyberviolence. Les adolescents sont connectés aux media sociaux a un
moment ou leur niveau de développement social et émotionnel les rend vulnérables a la pression de leurs pairs.
Chez les patients atteints d’amélogenése imparfaite (Al) ou de dentinogenése imparfaite (DI), peu d’études ont mesuré
I’impact psychosocial et jamais le cyberharcélement. Parekh a montré que 50% de son échantillon d’adolescents avec Al
(n=40) avaient subi des moqueries, avec une fréquence augmentée chez les garcons. Les patients ayant une Al rapportaient
un rejet social (95% rapportaient des moqueries en lien avec leur aspect dentaire) et une détresse psychologique
augmentés, une qualit¢ de vie diminuée, comparés a un groupe sans Al. Dans 1’étude de Sneller, les adolescents ne
JUSTIFICATION / semblaient pas avoir subi d’effets psychosociaux négatifs de 'Al, mais c’était en contradiction avec la perception de leurs
CONTEXTE parents. Selon Pousette-Lundgren, la qualité de vie orale était significativement diminuée par rapport a des controles sains.
L’anxiété liée aux soins dentaires en revanche n’était pas augmentée.
Concernant les patients atteints de dentinogenése imparfaite, la question de leur qualité de vie orale n’a jamais été relatée.
Friedlander a montré que la qualité de vie orale était trés diminuée chez les patients porteurs d’anomalie dentaire de
couleur ou de forme.
L’anxiété liée aux soins dentaires de ces patients a été peu évaluée. Pourtant, ils sont exposés a des traitements longs et
répétés avec parfois une errance diagnostique. Enfin, leur plainte est esthétique mais concerne aussi la douleur au cours
de la mastication et du brossage, ce qui pourrait majorer leur anxiété vis a vis des soins.
Considérant la rareté des études, nous proposons une étude basée sur une enquéte par auto-questionnaires sur la qualité
de vie orale, I’anxiété liée aux soins dentaires et le harcélement, chez les jeunes dgés de 10 a 18 ans atteints d’amélogenese
imparfaite (Al) ou de dentinogenése imparfaite (DI), associée a un examen bucco-dentaire réalisé¢ en soins courants ainsi
qu’une étude qualitative de 1’exposition au harcelement.
Notre hypothese est que le harcelement de jeunes atteints d’ Al ou de DI dans leur vie quotidienne (scolaire, sur les réseaux
sociaux...) diminue la qualité de vie orale et majore I’anxiété liée aux soins dentaires.
Principal :
Evaluer I’impact du harcélement sur la qualité de vie liée a la santé orale des enfants et adolescents de 10 a 18 ans atteints
de Al ou de DI non syndromiques et consultant les CRMR O-Rares de Paris-Rothschild et de Strasbourg et les CCMR de
Bordeaux, Lyon, Marseille, Nantes, Toulouse, ainsi que le CRMR Oscar de Toulouse (service d’endocrinologie) qui,
lorsqu’il regoit des patients atteints de ces maladies rares les oriente vers le CCMR O-Rares de Toulouse.
Secondaires :
1/ étudier la fréquence des différentes dimensions de harcélement (harcelé/harceleur) dans la population d’enfants et
adolescents atteints de DI et Al
2/ décrire la fréquence d’enfants harcelés en tenant compte des caractéristiques socio-démographiques de 1’enfant
OBJECTIFS

3/ Etudier Iétat de santé bucco-dentaire des enfants, en particulier la répartition du degré de sévérité de I’ Al et de la DI
4/ décrire la perception de la sévérité des anomalies de structure Al et DI par ’enfant

5/ décrire la fréquence d’enfants harcelés en tenant compte de 1’état de santé bucco-dentaire de 1’enfant évalué par le
praticien

6/ évaluer I’anxiété liée aux soins dentaires de 1’enfant et d’un de ses parents

7/ évaluer la qualité de vie orale des enfants dans ses différentes dimensions, rapportée par eux-mémes et par un de leurs
parents.
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8/ étudier qualitativement le harcélement dans le CCMR de Toulouse

SCHEMA DE LA
RECHERCHE

Etude observationnelle transversale non interventionnelle nationale avec recrutement prospectif et consécutif des
participants.

Cette étude transversale repose sur
o unexamen clinique conventionnel, réalisé dans le cadre des consultations de suivi, et

o des auto-questionnaires anonymisés pour les enfants et leurs parents.
Certains patients du CCMR de Toulouse seront inclus dans une étude qualitative avec entretien individuel semi-structuré.

CRITERES
D’INCLUSION

. avoir de 10 a 18 ans,

consulter dans les CRMR O-Rares de Strasbourg et Paris-Rothschild ou les CCMR de Bordeaux, Lyon, Marseille,
Nantes, Toulouse pour une consultation de soin ou de suivi

étre porteur d’amélogenése imparfaite non syndromique ou de dentinogenése imparfaite

ayant acces a un téléphone portable et/ou tablette et/ou ordinateur personnel ou familial

couvert par la couverture sociale de I’un de ses parents

comprenant le frangais et dont un des parents (ou représentant 1égal) comprend le frangais

avoir déclaré sa non opposition et dont un des parents (ou représentant 1égal) a déclaré sa non opposition pour
participer a I’étude.

. Critére d’inclusion supplémentaire spécifique a la participation a 1’étude qualitative dans le CCMR de Toulouse :
sujet et un de ses parents (ou représentant 1égal) ayant déclaré leur non opposition pour participer & 1’entretien semi-
structuré

CRITERES DE NON
INCLUSION

. Enfant se présentant pour une consultation diagnostique
. Enfant ne sachant pas lire ou dont les 2 parents (représentants 1égaux) ne savent pas lire

CRITERES
D’EVALUATION

Critere d’évaluation principal de la recherche :

différence entre la moyenne du score total au questionnaire COHIP des patients harcelés et celle des patients non harcelés.
Un jeune est considéré comme harcelé s’il répond au moins une fois « trois ou plus » au questionnaire BCS-A).
Principaux critéres d évaluation secondaires :

- Pour chacune des 4 dimensions du questionnaire BCS-A (harcel¢ face face/ harcelé via les réseaux sociaux/ harceleur
face a face et harceleur via les réseaux sociaux), pourcentage d’enfants avec au moins une réponse « trois ou plus ».

- Fréquence d’enfants harcelés en fonction des caractéristiques socio-démographiques rapportées par un parent (sexe,
age de I’enfant, composition familiale, temps passé sur les réseaux sociaux, niveau d’étude des parents)

- Sévérité de I’atteinte bucco-dentaire, évaluée par le praticien lors de 1I’examen bucco-dentaire et radiologique, par le

relevé de (annexe 1):

o  l’indice gingival d’inflammation (Loé€ et Silness)

o  T’hypersensibilité dentaire (Echelle Visuelle Analogique)

o  lescore IOTA évaluant I’anomalie de couleur des dents selon 4 grades (annexe 1 : questionnaire praticien
intégrant le score IOTA)
. pas d’anomalie
. anomalie 1égére (images 2-3-4)
. anomalie modérée (images 5-6-7)
. anomalie sévere (images 8-9-10)

o  le nombre de dents présentant une fracture amélaire en lien avec le défaut de structure ou ayant été
reconstitué pour cette raison

-La perception des anomalies de structure sera évaluée par I’enfant par 2 indices et 2 scores :
o  Indice d’hypersensibilité dentaire : hypersensibilité dentaire évaluée par score EVA (un score supérieur
ou égal a 4 = hypersensibilité)
o  Indice d’aspect dentaire : d’aspect dentaire évalué sur une échelle de 0 a 10 (0 : aspect satisfaisant ; 10 :
aspect non satisfaisant ; aspect dentaire considéré comme non satisfaisant si >4)
o  Scores moyens dans les domaines “santé bucco-dentaire” et “bien-étre fonctionnel » du COHIP

-Fréquence d’enfants harcelés en fonction de la sévérité de I’atteinte bucco-dentaire évaluée par le praticien

-Score d’anxiété liée aux soins dentaires des parents par I’échelle DAS (Dental fear and anxiety) (un score > ou = 13
signifie une anxiété liée aux soins dentaires) et score d’anxiété liée aux soins dentaires des enfants (un enfant est considéré
comme anxieux si le score est >38 sur une échelle de 15 a 75 de I’échelle CFSS-DS (Dental fear and anxiety in children).

-comparer les scores des questionnaires COHIP (qualité de vie orale évaluée par les enfants) (annexe 3) et P-CPQ
(qualité de vie orale évaluée par les parents) pour les dimensions « santé bucco-dentaire, bien étre fonctionnel, bien-étre
socio émotionnel, environnement scolaire ».
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-Codage thématique a 1’aide du logiciel NVivo des verbatim des entretiens individuels semi-structurés d’un sous-groupe
d’enfants du CCMR O-Rares de Toulouse

TAILLE D’ETUDE 76
- Durée de la période d’inclusion : 18 mois
DUREE DE LA - Durée de suivi par participant : 45 minutes (20 minutes de questionnaire et 15 minutes de recueil des données de
RECHERCHE I’examen clinique)
- Durée totale de la recherche : 24 mois
L’analyse des données sera réalisée a 1’aide du logiciel SPSS (package version 18, SPSS Institute, Cary, North Carolina,
USA).
Des statistiques descriptives seront réalisées pour toutes les variables qualitative (%) et numériques (moyenne, écart-type).
ANALYSE . s s . R . . .
Chi-deux sera utilisé pour comparer le score d’exposition au harcélement en fonction du score de qualité de vie.
STATISTIQUE DES
DONNEES Les scores d’anxiété liée aux soins dentaires de 1’enfant, d’exposition au harcélement et de qualité de vie orale feront
I’objet d’analyses de régression logistique binaire univariées avec chaque variable indépendante (sexe, age, niveau d’étude
parental, structure familiale, sévérité de I’anomalie de structure, temps moyen passé sur les réseaux sociaux). Des analyses
multivariées incluant toutes les variables indépendantes ou seulement celles significativement liées au critére d’évaluation
principal seront testées. Le seuil de significativité sera fixé a 0,05.
Appuyer le développement
RETOMBEES - d’un support psychologique sous forme d’ateliers d’éducation thérapeutique, avec la participation des
ATTENDUES psychologues, afin de donner aux adolescents des outils de gestion du harcélement.

- d’une meilleure prise en charge dentaire de ces maladies rares et invalidantes, par le rétablissement précoce de
’esthétique du sourire de ces patients.
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Annexe 2 : Questionnaire CFSS-DS (anxiété dentaire chez les adolescents)

Absolument  Un petit
paspeur peu peur

Les dentistes

Les médecins

Les piqiires

Que quelqu’un examine ta bouche

Devoir ouvrir la bouche

Qu’une personne étrangere te touche

Que quelqu’un te regarde

L’utilisation de la turbine par le dentiste

La vue du dentiste entrain de soigner avec sa

turbine

Le son de la turbine

Que quelqu’un te mette des instruments dans la

bouche

De t’étouffer

Devoir aller a I’hopital

Des personnes en vétement blanc

Qu’un dentiste te nettoie les dents

Si le score est supérieur a 38, I’enfant est considéré comme anxieux

Une peur
modérée
=3

Plutét peur
=4

Trés
peur
=5
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Annexe 3 : Questionnaire COHIP (impact de la santé orale sur la qualité de
vie

Domaine 1 : santé bucco-dentaire

Au cours des 3 derniers mois ... Jamis R parfoi e it
=3 =1 =0

As-tu mal aux dents ?

As-tu respiré par la bouche ou ronflé ?

Est-ce que tes dents ont eu des tiches, ou se sont
décolorées ?

As-tu eu des dents cassées, bizarres ou des
espaces entre les dents ?

As-tu eu des boutons ou des irritations dans la
bouche ou autour de la bouche ?

As-tu eu mauvaise haleine ?

As-tu eu les gencives qui saignent ?

As-tu eu de la nourriture qui se coincait entre ou
dans tes dents ?

As-tu ressenti de la douleur aux dents ou des
sensations désagréables au contact des aliments
ou des objets chauds ou froids ?

As-tu eu la bouche ou les lévres séches

Domaine 2 : bien-étre fonctionnel

All cours deS 3 derniel‘s mOiS Jamais Presque Parfois Assez Presque Ne

=4 jamais =2 souvent toujours sais
=3 =1 =0 pas

As-tu eu des difficultés pour mordre ou
macher des aliments comme des pommes, des
carottes ou de la viande dure ?

As-tu eu des difficultés 2 manger des aliments
que tu aimerais manger a cause de tes dents,
de ta bouche ou de ton visage ?

As-tu eu du mal a dormir a cause de ta
bouche, de tes dents ou de ton visage ?

As-tu eu des difficultés a prononcer certains
mots a cause de tes dents, de ta bouche ou de
ton visage ?

Est-ce que les autres ont déja eu des difficultés
a comprendre ce que tu disais a cause de tes
dents, de ta bouche ou de ton visage ?

As-tu déja eu du mal a garder tes dents
propres ?
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Domaine 3 : bien-étre émotionnel

- 2 Jamais Presque Parfois Assez
Au cours des 3 derniers mois ... o - = omvent
=3 =1

As-tu été malheureux(se) ou triste a cause de
tes dents, de ta bouche ou de ton visage ?
As-tu ressenti de ’angoisse ou de I’inquiétude
a cause de tes dents, de ta bouche ou de ton
visage ?

As-tu éprouvé de la timidité ou t’es-tu
replié(e) sur toi-méme a cause de tes dents, de
ta bouche ou de ton visage ?

As-tu évité de sourire ou de rire avec d’autres
enfants a cause de tes dents, de ta bouche ou
de ton visage ?

As-tu été en colere a cause de tes dents, de ta
bouche ou de ton visage ?

As-tu été taquiné(e), brutalisé(e) ou injurié(e)
par d’autres enfants a cause de tes dents, de ta
bouche ou de ton visage ?

As-tu eu ’impression que tu avais I’ai
différent(e) a cause de tes dents, de ta bouche
ou de ton visage ?

Domaine 4 : environnement scolaire

Jamais Parfois Assez

Au cours des 3 derniers mois ... - s = omont
=3 =1

As-tu manqué I’école a cause d’un probléme

avec tes dents, ta bouche ou ton visage ?

As-tu eu des difficultés a étre attentif/ve a

I’école a cause de tes dents, de ta bouche ou de

ton visage ?

Est-ce qu’il t’est arrivé de ne pas vouloir

parler/lire a voix haute en classe a cause de tes

dents, de ta bouche ou de ton visage ?

As-tu eu envie de ne pas aller a I’école a cause

de tes dents, de ta bouche ou de ton visage ?

Presque
toujours
=0

Presque
toujours
=0

Ne
sais
pas

Ne
sais
pas
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Domaine 5 : image de soi

Je pense que j’ai de bonnes dents.

Lorsque j’aurai vieilli (grandi) je crois
(pense) que j’aurai de bonnes dents.

Lorsque j’aurai vieilli (grandi) je crois
(pense) que j’aurai une bonne santé générale.
Je me sens bien dans ma peau

As-tu été rassuré(e) ou mis(e) en confiance
grice a tes dents, ta bouche ou ton visage ?
As-tu eu 'impression que tu étais beau/belle a
cause de tes dents, de ta bouche ou de ton
visage ?
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Annexe 4 : Questionnaire BCS-A (échelle de mesure du harcélement chez les

adolescents)

Au cours des trois derniers mois, combien de fois as-tu
été harcelé(e) « hors connexion » / en face a face ? Jamais  Unefois  Deux fois
Un autre éléve ou des éléves ...

M’a/m’ont cogné(e), frappé(e), bousculé(e) ou
poussé(e), volontairement

M’a/m’ont forcé(e) a faire quelque chose que je ne
voulais pas

M’a/m’ont dit que les autres ne m’aimeraient pas si je
ne faisais pas ce qu’ils disaient

A/ont abimé, caché ou volé mes affaires,
volontairement

M’a/m’ont donné des surnoms méchants ou blessants
M’a/m’ont dit des choses méchantes ou blessantes
M’a/m’ont laissé a ’écart d’un groupe ou d’une
activité, ou m’a/m’ont empéché d’y participer,
volontairement

A/ont raconté des mensonges ou répandu des rumeurs
a mon sujet, pour me blesser ou faire en sorte que les
autres ne m’apprécient pas

Trois
fois

Au cours des trois derniers mois, combien de fois as-tu

été harcelé(e) « en ligne » / sur internet ou par : : :
Jamais Une fois Deux fois ;

téléphone portable ? fois

Un autre éléve ou des éléves ...

M’a/m’ont donné des surnoms méchants ou blessants

A/ont envoyé ou posté des images/vidéos méchantes ou

blessantes 2 mon sujet

M’a/m’ont dit que les autres ne m’aimeraient pas si je

ne faisais pas ce qu’ils disaient

M’a/m’ont laissé a ’écart d’un groupe ou d’une

activité, ou m’a/m’ont empéché d’y participer,

volontairement

A/ont raconté des mensonges ou répandu des rumeurs

a mon sujet, pour me blesser ou faire en sorte que les

autres ne m’apprécient pas

Trois

Quatre
fois ou

plus

Quatre
fois ou

plus
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Annexe 5 : Questionnaire MDAS (évaluation de I’anxiété dentaire chez les

parents)

Si vous deviez aller chez le dentiste
demain, comment vous sentiriez-vous ?

Je penserais
que cela va
&tre une
expérience
assez agréable
=1

Cela me
serait
indifférent
=2

J’aurai
peur que
cela soit
désagréable
ou
douloureux
=3

Jaurai
terriblement
peur de ce
que le
dentiste
pourra faire
=4

Détendu(e)
=1

Pas tout a
fait a
Iaise

=2

Tendu(e)
=3

Angoissé(e)

Je serai
tellement
anxieux(se) que
certaines fois je
pourrais
transpirer ou
avoir presque
envie de vomir
=5

Chez le dentiste, lorsque vous attendez
votre tour pour passer sur le fauteuil,
comment vous sentez-vous ?

Lorsque vous-étes installé(e) dans le
fauteuil, en attendant que le (1a) dentiste
prépare la fraise avec laquelle il (elle)
s’appréte a soigner vos dents, comment
vous sentez-vous ?

Lorsque vous étes assis(e) sur le fauteuil
pour un nettoyage de vos dents, pendant
que le (1a) dentiste prépare les instruments
qu’il (elle) va utiliser pour racler vos dents
a coté des gencives, comment vous sentez-
vous ?

Lorsque vous étes installé(e) sur le
fauteuil, en attendant que le (1a) dentiste
prépare la seringue avec laquelle il (elle)
s’appréte a anesthésier (endormir) I’une
de vos molaires supérieures, comment
vous sentez-vous ?

Si le score est supérieur ou égal a 13, la personne est considérée comme anxieuse.
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Annexe 6 : Questionnaire P-CPQ (évaluation par le parent de I’impact de la
santé orale sur la qualité de vie de 1’adolescent

Domaine 1 : santé bucco-dentaire

Mal aux dents, aux lévres, aux machoires ou a la
bouche ?

Les gencives qui saignent ?

Des endroits douloureux dans la bouche ?

Une mauvaise haleine ?

De la nourriture collée au palais ?

De la nourriture coincée dans ou entre les dents ?

Domaine 2 : bien-étre fonctionnel

Eu des difficultés a croquer ou a macher de a
nourritures comme une pomme ou un steak ?

Respiré par la bouche ?

Eu des difficultés a dormir ?

Eu des difficultés a prononcer des mots quels qu’ils
soient ?

Pris plus longtemps que les autres pour manger son
repas ?

Eu des difficultés a boire ou 2 manger de la nourriture
chaude ou froide ?

Eu des difficultés a manger de la nourriture qu’il
aurait aimé manger ?

Di limiter son alimentation a certains types d’aliments
(ex : aliments mous) ?



Domaine 3 : bien-étre émotionnel

Contrarié

Irritable ou frustré ?

Anxieux ou craintif ?

A été inquiet d’€tre différents des autres ?

A été inquiet de ne pas étre aussi beau que les autres ?
A été timide ou géné ?

A été inquiet d’avoir moins d’amis que les autres ?

Domaine 4 : bien-étre social

Manqué I’école (par exemple a cause des douleurs, des
rendez-vous ou d’une intervention) ?

A eu du mal a étre attentif a I’école ?

N’a pas voulu parler ou lire a haute voix en classe ?
N’a pas voulu parler avec d’autres enfants ?

A éviter de sourire ou de rire en présence d’autres
enfants ?

A été embété par d’autres enfants ?

A été mis a ’écart par d’autres enfants ?

N’a pas voulu ou n’a pas pu passer du temps avec
d’autres enfants ?

N’a pas voulu ou n’a pas pu participer a des activités
comme du sport, tu théitre, de la musique, des sorties
scolaires ?

A-t-il été interrogé par d’autres enfants au sujet de ses
dents, lévres, bouche ou michoires ?
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