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INTRODUCTION

Par définition, les maladies rares sont des maladies qui touchent moins d'une
personne sur 2000 en Europe (1).

Actuellement, plus de 7000 maladies rares différentes ont été dénombrées et de
nouvelles entités sont encore régulierement identifiées. En France, 3 millions de personnes
sont concernées et 93000 personnes en Alsace sont touchées par ces derniéres.

La plupart, c'est-a-dire jusqu'a 80% des maladies rares, ont une origine génétique,
mais il existe des maladies rares auto-immunes, d'origine infectieuse ou bien des cancers
rares. |l est important d'avoir a l'esprit que deux tiers des maladies rares sont graves et

invalidantes (2).

Les anomalies bucco-dentaires génétiquement conditionnées appartiennent toutes a
la catégorie des maladies rares et sont retrouvées a ce jour dans plus de 950 de ces entités
cliniques (3).

Ces anomalies peuvent étre isolées ou associées a d'autres symptdmes dans le
cadre de syndromes. Ces maladies rares a expression bucco-dentaire ont souvent une

atteinte qui est visible dés la naissance ou la petite enfance.

La qualitée de vie, concept multifactoriel et synonyme de bien-étre, est une
combinaison complexe de facteurs psychologiques, physiques, sociaux et matériels
permettant d'évaluer ledit bien-étre d'un individu.

Les notions de santé et de maladie entrant en jeu dans cette définition de la qualité
de vie, les patients atteints de maladies rares en général, et a expression bucco-dentaire en
particulier, souffrent fréquemment d'une qualité de vie dégradée, résultante de difficultés de
diagnostic, d’obtention d'informations quant a leur pathologie et sont souvent sans solution
thérapeutique (2,4,5).

De plus, selon la gravité de ces manifestations, étre atteint d'une telle pathologie
peut alors étre a l'origine de génes quotidiennes, tant par les problémes fonctionnels et/ou
esthétiques qu'elles entrainent, qu'au niveau de leurs conséquences a terme sur I'estime de

soi et la vie sociale du patient.

Quels sont donc les attentes de ces patients ? Ont-ils des besoins spécifiques

engendrés par leur maladie rare ? Comment nous est-il possible, en tant que chirurgien-
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dentiste, d'évaluer le retentissement de ces manifestations bucco-dentaires sur la qualité de
vie quotidienne des patients, ceci dans le but d'améliorer leur prise en charge ?
Qu'est-ce-qu'est réellement la "qualité de vie", comment est-elle définie, évaluée et

grace a quels outils ?

Via les programmes transfrontaliers Interreg IV "Manifestations bucco-dentaires des
maladies rares" (2012-2015) et Interreg V RARENET (2016-2018), cofinancés par I'Union
Européenne et le Fonds Européen de Développement Régional (FEDER), mettant en
collaboration les Centres hospitalo-universitaires de Strasbourg, Heidelberg, Fribourg et
Bale, nous avons pu réaliser une étude pilote ciblant des patients consultant au Centre de
Référence des maladies rares orales et dentaires (CRMR-O-RARES) du Péle de Médecine

et Chirurgie Bucco-dentaires des Hopitaux Universitaires de Strasbourg.

Les objectifs de ce travail consistent a recenser les manifestations et anomalies
bucco-dentaires associées aux maladies rares de patients ayant consulté au CRMR-O-
RARES pendant la période du 03/12/13 au 08/10/15 ; a évaluer leur qualité de vie, pour
finalement quantifier et préciser les impacts et influences de ces anomalies sur la qualité de
vie. Ceci est réalisé dans le but d'apprécier le ressenti de ces patients/parents de patients
vis-a-vis de leur handicap afin d'influencer et d'améliorer I'offre de soins et la prise en charge

bucco-dentaires.

Ainsi, aprés avoir présenté les différents outils disponibles permettant cette mesure
de la qualité de vie, nous nous concentrerons sur ceux choisis plus spécifiquement pour la
réalisation de ce travail et préciserons les résultats de cette enquéte par une analyse des

réponses obtenues aux questionnaires.
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PARTIE | : GENERALITES ET DEFINITIONS

l. Maladie rare

D'apres le Centre National de Ressources Textuelles et Lexicales (6)

(http://www.cnrtl.fr/), une maladie était jusqu'a présent définie comme une altération de I'état

de santé, se présentant en une configuration unique de symptdémes dont le traitement est

unique.

Pourtant, il n'y a actuellement aucune définition universelle de ce qu'est une maladie
rare (7), mais de nombreux organismes tels que la Fondation maladies rares (2)

(http://fondation-maladiesrares.org) et le Portail des maladies rares et des médicaments

orphelins (8) (http://www.orpha.net) s'accordent pour dire que les maladies dites rares sont

celles qui touchent moins d'une personne sur 2000 en Europe. En France, on dit qu’une

maladie est rare si elle affecte moins de 30 000 personnes.

La fréquence d'une maladie peut varier d'une région a l'autre : la thalassémie, une
anémie d'origine génétique, par exemple, est rare dans le Nord de I'Europe mais fréquente
autour de la Méditerranée. La « maladie périodique » est rare en France mais courante en

Arménie. Il y a également des maladies fréquentes qui ont des variantes rares (8).

A.Nombre des maladies rares

A I'neure actuelle, entre sept et huit mille entités de maladies rares ont été
dénombrées (3,9) et de nouvelles sont régulierement découvertes et décrites dans la
littérature médicale (5,10).

Le nombre des maladies rares dépend aussi du degré de « granularité » utilisé pour
classifier les différentes maladies/entités. Cette complexité est reflétée par les différentes
classifications qui sont proposées par le site Orphanet (8). En effet, les maladies rares se
caractérisent par une variété de signes cliniques, différents d'une maladie rare a I'autre mais
également d'un patient a l'autre pour la méme maladie, ce qui peut parfois rentre difficile la

classification stricte d'une maladie dans une unique catégorie.
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B.Origine et caractéristiques des maladies rares

Si 70 a 80% des maladies rares sont d'origine génétique (3,11), la cause demeure
inconnue a ce jour pour un grand nombre de maladies rares. Pour autant, toutes les
maladies rares ne sont pas génétiques : il y a des maladies infectieuses trés rares, ainsi que

des maladies auto-immunes et des cancers rares (8).

Les maladies rares sont des maladies graves, invalidantes et souvent chroniques,
parfois évolutives. L'atteinte peut étre visible dés la naissance ou la petite enfance, puisque
50% des maladies rares sont infantiles et représentent 30% de la mortalité infantile (2). Ce
sont par exemple I'amyotrophie spinale infantile, la neurofibromatose, I'ostéogenése
imparfaite, les chondrodysplasies ou le syndrome de Rett.

Les 50% restants des maladies rares apparaissent a I'age adulte, comme la maladie
de Huntington, la maladie de Charcot-Marie-Tooth, la sclérose latérale amyotrophique, le

sarcome de Kaposi ou le cancer de la thyroide (8).

C.Maladies rares de la téte, du cou et des dents

D'aprés la base de données Orphanet, 2153 maladies rares de la téte, du cou et des
dents sont dénombrées en 2016 (12,13), incluant :

— des troubles faciaux rares, tels que les fentes labio-palatines isolées ou associées
avec des syndromes comme les syndromes de Goldenhar ou de Van der Woude,

— des troubles bucco-dentaires, tels que les oligodonties isolées ou associées a des
syndromes comme dans les dysplasies ectodermiques,

— des troubles oto-rhino-laryngés, tels que les fistules cervico-faciales associées au
syndrome de BOR (branchio-oto-rénal),

— des troubles craniaux, tels que les cranio-facio-synostoses associées par exemple au

syndrome de Crouzon.
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C.1. Maladies rares et anomalies bucco-dentaires

Les anomalies bucco-dentaires d'origine génétique font donc partie des maladies
rares. De plus, des études ont démontré que 15% des maladies rares sont accompagnées
de de signes oro-faciaux (3,14).

Ces anomalies bucco-dentaires peuvent exister de fagon isolée sous forme d’entité

propre ou bien étre associées au tableau clinique dans le cadre de syndromes (15-18).

a. Origine des anomalies bucco-dentaires

Ces anomalies sont liées a des perturbations du développement et des processus

biologiques mis en ceuvre au cours de 'odontogenése.

Elles peuvent alors étre reliées a des dysfonctionnements modifiant les événements
tels que [lorigine embryologique des cellules dentaires (ectoderme buccal et
ectomésenchyme issu des crétes neurales céphaliques), I'établissement du patron de la
dentition, la régionalisation du développement dentaire, l'acquisition de lidentité et la
morphogenése, la mise en place des différents tissus, I'histogenése, la cytodifférenciation
terminale des odontoblastes et des améloblastes, la synthése des matrices de la dentine et
de I'’émail suivie de leur minéralisation, I'édification radiculaire et la mise en place de la dent
sur l'arcade (15,19).

b. Geénes impliqués

Les génes impliqués sont nombreux puisque le développement dentaire récapitule
des processus Dbiologiques de Dbase: interactions épithélio-mésenchymateuses,
biominéralisation, en plus d’événements qui lui sont propres (20-22).

De nos jours, environ 4500 génes (11) ont été identifiés comme responsables de
maladies rares et les génes de plus de 471 de ces maladies présentant des phénotypes

cranio-faciaux et bucco-dentaires ont été découverts (3,23).
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Une perturbation de ces phénoménes sera a l'origine des anomalies et défauts
observés cliniquement, a savoir les anomalies de nombre (agénésies, dents surnuméraires),
de forme, de taille, de structure (amélogenéses et dentinogenéses imparfaites...) et

d’éruption/position dentaires (24,25).

Certaines anomalies s’accompagnent méme d’une évolution tumorale des cellules

dentaires épithéliales (26).

C.2. Syndromes et anomalies dentaires

Sur plus de 5000 syndromes génétiques connus, plus de 950 ont une composante
dento/oro/cranio-faciale et plus de 750 présentent dans leur tableau clinique une fente
labiale et/ou palatine (3,10,11,15,18,27-29).

Les anomalies du développement dentaire génétiquement conditionnées (21,22,30)
sont frequemment rencontrées dans le cadre de syndromes en association avec des
malformations d’autres organes et systémes (16,28,31-33).

Ceci s'explique par le fait que les mémes génes et les mémes voies de signalisation
régulent le développement de la dent et celui d’autres organes, en particulier de I'ceil.

Les anomalies dentaires sont présentes dans les syndromes affectant les dérivés
ectodermiques comme les dysplasies ectodermiques ou des agénésies dentaires

complétent le tableau clinique (34-36).

La grande diversité de ces manifestations bucco-dentaires impose donc d'établir une

classification de celles-ci afin de regrouper les maladies rares par types de symptémes.

C.3. Classifications des maladies rares a expression bucco-dentaire

Les manifestations bucco-dentaires recensées dans le cadre de maladies rares sont
multiples et peuvent étre classées en :

— anomalies de structures dentaires,

— anomalies dentaires de nombre, forme, taille,
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— anomalies des séquences et lieux d'éruption dentaires,

— anomalies du développement cranio-facial,

— anomalies de fusion des bourgeons faciaux,

— anomalies des tissus de soutien et de I'environnement buccal (17,18,37—48).

Un tableau détaillant cette proposition de classification des manifestations est

présenté dans les annexes 1, 2 et 3.

En raison de la rareté de ces maladies, les patients rencontrent des difficultés de

prise en charge.

D.Difficultés liées aux maladies rares

D.1. Difficultés de diagnostic

Ces maladies sont souvent complexes et souffrent d'un déficit de connaissances
médicales et scientifiques, puisque peu de données cliniques, socio-économiques et
historiques sont disponibles de par leur faible prévalence (4).

En effet, ces maladies ne sont apparues que récemment dans les politiques de
recherche et de santé publique, faute de quoi un grand nombre de malades n'est pas
diagnostiqué par manque de procédures standardisées de diagnostic et leur maladie

demeure inconnue.

Les malades rencontrent souvent des difficultés dans leur parcours concernant
I'obtention d'un diagnostic ou d'informations quant a leur pathologie ainsi que pour étre

orientés vers les professionnels compétents (2).

D.2. Difficultés d'accés aux soins

Il n'existe pas de traitement curatif pour la plupart des maladies rares, mais des soins

appropriés peuvent améliorer la qualité de vie et prolonger la durée de vie.

Une approche multidisciplinaire est fréquemment nécessaire pour fournir les soins

adéquats. En l'absence de diagnostic de certitude, les personnes atteintes de maladies

16



rares sont prises en charge sur la base de I'expression de leurs symptomes, ce sont elles
qui souffrent le plus des difficultés de prise en charge.

D'autres problémes spécifiques a ces maladies rares se posent tels que l'accés a
des soins de qualité, la prise en charge globale sociale et médicale de la maladie, la

coordination des soins hospitaliers et de ville (4).

La mission « Handicap et santé bucco-dentaire » dont le rapport date de juillet 2010
a par exemple pour but d'améliorer I'accés a la santé bucco-dentaire des personnes en

situation de handicap (49).

D.3. Exclusion

Les personnes atteintes de maladies rares sont effectivement plus a risque
d'exclusion, puisqu'elles peuvent souffrir de déficits sensoriels, moteurs voire mentaux, a
l'origine de vulnérabilité et d'une perte d'autonomie, tant sur le plan psychologique, social

(insertion sociale, professionnelle et citoyenne), économique que culturel.

Puisque la notion de maladie rare et les conséquences qui en découlent ont été
définies, nous allons maintenant aborder la notion de qualité de vie et essayer de
comprendre dans quelle mesure une maladie rare, plus particulierement a expression

bucco-dentaire peut influencer cette qualité de vie.

Il. Notions de santé et qualité de vie
A. Population générale
A.1. Définitions de I'Organisation Mondiale de la Santé

a. Qualité de vie

Une définition mondiale de la qualité de vie est proposée en 1994 par I'Organisation
Mondiale de la Santé (OMS), comme étant « la perception qu’a un individu de sa place dans
I'existence, dans le contexte de la culture et du systéme de valeurs dans lesquels il vit, en

relation avec ses objectifs, ses attentes, ses normes et ses inquiétudes. Il s’agit d’'un large
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champ conceptuel, englobant de maniére complexe la santé physique de la personne, son
état psychologique, son niveau d’indépendance, ses relations sociales, ses croyances

personnelles et sa relation avec les spécificités de son environnement » (50)

Synonyme de bien-é&tre, la qualité de vie définie selon I'OMS ne peut pas se résumer
a la santé et est donc la « combinaison des facteurs psychologique, physique, social et
materiel pour évaluer le bien-étre d'un individu ».

La plupart des chercheurs, dont Leplége en 1997 (51-53), Rejeski et Mihalko en
2001 (54), s'accordent pour dire que la qualité de vie est un « concept multidimensionnel »

et qu'elle peut s'organiser le plus souvent autour de quatre dimensions (Tableau 1).

Dimensions de la qualité de vie

Etat physique Autonomie, capacités physiques

Symptdmes, conséquences des traumatismes ou des

Sensations somatiques . ) .
proceédures thérapeutiques, douleurs

Etat psychologique Emotivité, anxiété, dépression

Relations sociales et rapports a I'environnement familial, amical

Statut social :
ou professionnel

Tableau 1: Classification des quatre dimensions de la qualité de vie, d'aprés 'OMS.

b. Classification internationale des handicaps

Par ailleurs, 'OMS a également créé dés 1980 une classification internationale des
handicaps ou « déficiences, incapacités et désavantages » (55,56) dans le but d'organiser

les conséquences des maladies (Tableau 2).

Les déficiences font référence a toute altération du corps ou de I'apparence
physique, ainsi qu'a une anomalie organique ou fonctionnelle, quelle qu'en soit la cause ; en
principe, les déficiences constituent des troubles manifestés au niveau de I'organe.

Les incapacités reflétent les conséquences de déficiences en termes d'activité

fonctionnelle de l'individu. Ce sont des perturbations au niveau de la personne elle-méme.
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Les désavantages se rapportent quant a eux aux préjudices résultants pour l'individu

de sa déficience ou de son incapacité ; ils reflétent donc I'adaptation de l'individu et

I'interaction entre lui et son milieu.

Déficiences

Incapacités

Désavantages

Déficiences intellectuelles

Incapacités
comportementales

Désavantages d'orientation

Autres déficiences
psychologiques

Incapacités de
communication

Désavantages
d'indépendance physique

Déficiences du langage et de
la parole

Incapacités concernant les
soins corporels

Désavantages de mobilité

Déficiences auditives

Incapacités de locomotion

Désavantages d'occupations

Déficiences de I'appareil
oculaire

Incapacités d'utilisation du
corps pour certaines taches

Désavantages d'intégration
sociale

Déficiences des autres
organes

Maladresse

Désavantages
d'indépendance économique

Déficiences du squelette et
de l'appareil de soutien

Incapacités révélées par
certaines situations

Autres désavantages

Déficiences esthétiques

Incapacités pour des
aptitudes particuliéres

Déficiences de fonctions
générales, sensorielles et
autres déficiences

Autres restrictions d'activités

Tableau 2 : Classification internationale des déficiences, incapacités et désavantages,

d'apres I'OMS.

A.2. Définition de I'Institut National de la Statistique et des Etudes Economiques

La commission Stiglitz-Sen-Fitoussi (57,58) de I'Institut National de la Statistique et

des Etudes Economiques (INSEE) a remis en 2009 un rapport concernant les indicateurs de

bien-étre susceptibles de compléter le Produit intérieur brut (PBI).

Pour donner une nouvelle définition de la qualité de vie, ce rapport reprend les

domaines établis par 'OMS et, outre le bien-étre ressenti, des indicateurs de qualité de vie

globale ont été retenus et ajoutés, ils sont détaillés ci-dessous.
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Conditions de vie matérielles :

— conditions dégradées de logement : logement trop petit, trop humide, absence
d’espace extérieur,

— contrainte financiére : manque de moyens financiers pour maintenir une bonne
température dans le logement, remplacer le mobilier usage, acheter de la nourriture
ou des vétements neufs, recevoir des amis ou de la famille, posséder ou louer une
voiture, payer les factures (électricité, gaz, loyer, emprunts), se faire soigner, se

maintenir dans le logement.

Santé :
— mauvaise santé physique : perception de son état de santé, existence d’'une maladie
chronique ou d’'une géne pour accomplir les activités quotidiennes,
— mal-étre émotionnel (stress dans la vie courante) : existence de troubles de 'humeuir,
d’'un manque d’énergie, d’'une absence de calme et de tranquillité, de fatigue au

moment du réveil.

Risques psychosociaux au travail (mal-étre au travail) :

— degré de stress au travail, satisfaction vis-a-vis du salaire, de I'autonomie et de
'ambiance au travail ; jugement vis-a-vis de la qualité du travail, des délais
d’exécution imposés, des risques encourus ; conséquences de la fatigue au travail
sur l'exécution des travaux ménagers, des responsabilités familiales, de la

concentration au travail.

Manque de confiance dans la société :
— méfiance envers autrui, appréciation des tensions entre pauvres et riches, entre chefs
d’entreprise et salariés, entre hommes et femmes, entre les générations, entre
groupes ethniques ou religieux ; niveau de confiance accordée a la justice, a la

presse, a la police, aux experts scientifiques, aux responsables publics.
Faiblesse des liens sociaux :

— fréquence des contacts avec la famille, avec des proches ou d’autres personnes de

I'entourage.
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Environnement dégradé :

— jugement sur la qualité de 'eau, la pollution de l'air, la pollution sonore, la qualité des

espaces verts, la propreté du quartier.

Insécurités économique et physique :
— insécurité du quartier (criminalité, violences, vandalisme), situation vis-a-vis de

I'emploi, crainte de perdre son emploi.

La définition de qualité de vie établie pour une population générale différe-t-elle pour

une population particuliére et spécifique que sont les patients atteints de maladies rares ?

B.Population spécifique « maladies rares »

De nombreux aspects entrant en jeu dans la définition de la qualité de vie explicitée
plus haut, notamment les aspects physiques et psycho-sociaux, sont percus differemment
au sein d'une population de patients « maladies rares » et plus particulierement de celles a
manifestations bucco-dentaires. Cependant, la sévérité de la maladie rare n'est pas liée a la

qualité de vie (59).

Les fonctions oro-faciales telles que respirer, déglutir, mastiquer, parler, sourire,
mimer et exprimer des expressions faciales, font parties des besoins physiologiques et
primaires (13). Or, ces besoins primaires et physiologiques sont essentiels au bien-étre
quotidien et prioritaires par rapport aux besoins de sécurité, d'appartenance, d'estime de soi
et d'accomplissement (60) et sont souvent perturbés lors de maladies rares a manifestations
bucco-dentaires (61-63). Une fonction incisive perturbée et une capacité diminuée a
prononcer des sons demandant une coordination complexe entre lévres, palais, dents et
langue sont par exemple retrouvées dans le cadre d'hypodonties antérieures (64).

Chez les patients souffrant de maladies rares a manifestations bucco-dentaires, un
sentiment d'apparence « anormale » et de rejet a cause des malformations faciales peut en

plus conduire a un faible qualité de vie (65,66).
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Actuellement nous disposons uniquement de quelques d'informations quant a
'impact des maladies rares comme les hypodonties et les amélogenéses imparfaites sur la
qualité de vie de patients adultes.

En effet, les études mesurant I'impact de I'état de santé des personnes souffrant de
maladies rares avec une composante bucco-dentaire sur leur accés aux traitements et sur

leur qualité de vie sont trés peu nombreuses (4).

Un grand nombre d'articles originaux décrivent différents cas de maladies rares et
leur phénotype dentaire chez les enfants comme les adultes, car la plupart des études
portant sur les maladies rares sont des études de cas cliniqguement identifiés ou des

observations de populations de patients affectés par une maladie spécifique.

Les connaissances médicales limitées a propos de la santé bucco-dentaire dans ces
conditions spécifiques et la rareté et la diversité de cas compliquant la réalisation d'études

cliniques sont des explications partielles de cette faible disponibilité d'informations.

C.Mesure de la qualité de vie

Plusieurs méthodes de mesure de la qualité de vie sont possibles, deux approches
sont actuellement retenues :

— l'évaluation de la situation d'une personne a partir de criteres objectifs et
d'instruments spécifiques (conditions de vie matérielles, niveau d’éducation,
insécurité économique et physique),

— la perception du bien-étre subjectif (quelle satisfaction est-ce que je retire de ma
vie ?) via des questionnaires a compléter par le patient lui-méme, ou par ses parents.
Mais il existe un écart entre la mesure statistique des faits socio-économiques et la

perception de ces mémes faits par un individu (57).

Il se pose alors la question de la subjectivité de I'évaluation de la qualité de vie. En
effet, bonheur, qualité de vie, bien-étre et satisfaction de sa vie sont subjectifs et dépendent
des attentes de chacun ; une différence entre ses attentes et la réalité peut conduire a la

dépression et de ce fait réduire la qualité de vie (66).
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Faudrait-il alors personnaliser I'évaluation de l'impact sur la qualité de vie selon le

type de maladie rares et de manifestations ? (64)

Faut-il dans ce cas définir comme l'ont fait 'OMS et I'INSEE, des conditions précises
minimales identiques pour chacun ou bien laisser a chaque individu la possibilité d'évaluer
par lui-méme les criteres qu'il exige nécessaires et les besoins indispensables pour obtenir

et maintenir cette qualité de vie ?

D.Indicateurs de la qualité de vie

D'aprés les définitions de la qualité de vie que nous avons présentées
précédemment au chapitre [lLA., il est clair que toutes les organisations dont lesdites
définitions émanent s'accordent sur le fait que la santé, physique ou psychologique, est un

critére majeur dans I'estimation de la qualité de vie d'un individu.

On imagine ainsi facilement que les manifestations bucco-dentaires des patients
souffrant de maladies rares puissent étre a l'origine de répercussions sur leur santé bucco-
dentaire et logiquement sur leur qualité de vie.

Cependant, si la qualité de vie est un concept largement accepté en médecine, en
chirurgie-dentaire c'est un concept tres récent et une approche globale de mesure de
l'impact socio-psychologique des maladies bucco-dentaires n'a été initiée qu'a la fin des
années 1980 (67).

Par ailleurs, le manque de procédures standardisées de diagnostic des maladies
rares n'a pas permis de valider un indicateur unique et particulier pour mesurer la qualité de
vie des patients dans les conditions spécifiques que sont les anomalies dentaires (incluant

hypodonties et amélogenéses imparfaites).

Toutefois, il existe de nombreux indicateurs ciblant un groupe d'activité, un groupe de
personnes ou une tranche d'age ayant pour but d'évaluer la qualité vie liée a la santé
générale d'un individu et a sa santé dans des conditions spécifiques telles que la santé
bucco-dentaire en particulier, nous allons donc les présenter ci-dessous de fagon non
exhaustive (58,64).
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D.1. Indicateurs de la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire

Ce sont des OHRQoL pour « oral health related quality of life » ou outils de mesure
de la qualité de vie liee a la santé bucco-dentaire générale. lls sont génériques ou
spécifiques a des maladies, développés dans le but d'améliorer la compréhension des
conséquences psycho-sociales des maladies bucco-dentaires sur la qualité de vie et de
compléter les informations obtenues traditionnellement uniquement par mesures cliniques
chez le patient.

lIs sont, pour la plupart, développés en dehors des concepts de maladies rares.

a. Format de réponse

Par ailleurs, la plupart de ces questionnaires d'évaluation de la qualité de vie bucco-
dentaire fonctionnent sur un mode de réponse appelé « échelle de réponse de Likert ».

Cette échelle de Likert est une échelle ordinale d'attitude permettant a l'individu de
répondre a une affirmation en mesurant l'intensité de son attitude ou son opinion.

Par exemple en exprimant son degré d'accord ou de désaccord avec la proposition,

ou la fréquence a laquelle un événement se produit (jamais, parfois, souvent, trés souvent).

Elle peut étre unidirectionnelle ou bidirectionnelle, c'est-a-dire qu'elle part soit d'un
point de référence et progresse dans une seule direction ou soit dans deux directions
opposées, a partir de ce point de référence qui peut étre neutre ou non.

Quand on oppose deux « pbles», elle est bidirectionnelle (pas du tout
d'accord/totalement d'accord par exemple).

Cette échelle présente de ce fait plusieurs modalités possibles de réponses
prédéterminées : il existe des échelles de Likert a 4, 5 ou 7 catégories.

On peut attribuer une valeur numérique a chaque catégorie de réponse, ce qui
permet d'établir une moyenne et un écart-type. Il n'est pas obligatoire de donner le plus fort
score a la plus grande fréquence ou au plus grand niveau d'accord/désaccord, cela est

fonction de la fagon dont on veut utiliser les réponses par la suite.

24



Par exemple pour une échelle de Likert bidirectionnelle a 5 catégories, « ni en
désaccord, ni d'accord » étant le point de référence neutre :

— pas du tout d'accord = -2,

— pas d'accord = -1,

— ni en désaccord, ni d'accord = 0,
— d'accord =1,

— tout a fait d'accord = 2.

Pour une échelle de Likert unidirectionnelle a 5 catégories, on peut avoir la
codification suivante :
— jamais =0,

— rarement =1,

— parfois = 2,
— souvent = 3,
— toujours = 4.

b. Catégories d'ages cibles

Ces outils ciblent des catégories d'age précises : enfants d'age préscolaire, d'age
scolaire, adolescents, adultes, seniors etc.

Jusqu'aux années 2000, la qualité de vie bucco-dentaire chez les enfants agés de
moins de 8 ans était évaluée grace aux informations données par les parents du patient
(68,69), puisqu'on pensait que les limites de capacités cognitives et de communication des
tout jeunes patients ne permettraient pas de satisfaire les normes psychométriques de
validité et fiabilité des réponses.

En effet I'age de 6 ans marque le début de la pensée abstraite et du concept de soi :
les enfants commencent a comparer leurs caractéristiques physiques et traits de
personnalité a ceux d'autres enfants ou a une norme (70).

lls développent au cours de l'enfance moyenne les concepts de temps et de

fréquence des événements (71,72).
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Les outils d'évaluation de la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire présentés ci-

dessous sont ici listés par ordre chronologique de création.

c. RAND Health Insurance Study

Le Health Insurance Study (HIS) est un index créé aux Etats-Unis dés 1980 par
Brook, Ware, Dolan et al. (73) via la RAND Corporation (Research ANd Development). Il a
été testé et validé au sein d'un échantillon représentatif de population américaine de moins
de 60 ans.

La santé physique, mentale et sociale et la santé en général sont évaluées via ce
questionnaire (74-76). |l comporte également 3 items permettant d'aborder les effets
indésirables des maladies bucco-dentaires :

— peur,
— douleur,

— limitation des interactions sociales.

Les réponses concernent les 3 derniers mois passés. Les scores pour la peur et la
douleur vont de « pas du tout » =4 a « beaucoup » = 1 et celles concernant la limitation des
interactions sociales vont de « pas du tout » =4 a « tout le temps » =1.

Le score total varie entre 3 et 12, ou 12 indique que le patient ne rapporte aucun

impact lié a des problémes bucco-dentaires.

Comme cet index a malgré tout peu d'items concernant la mesure de la santé bucco-

dentaire, il reste trés peu utilisé en chirurgie bucco-dentaire.

d. Social Impacts of Dental Disease

Ou SIDD, cet indicateur a été développé au Royaume-Uni dés les années 1980, par
Cushing, Sheiham et al. (75-77). C'est I'un des premiers indicateurs socio-dentaires, il a été
testé et validé au sein d'un large échantillon aléatoirement constitué de travailleurs manuels

et de leurs épouses (78).
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Il mesure l'insatisfaction des patients résultant d'une maladie ou de probléemes de
santé bucco-dentaire, mais ne permet pas d'évaluer la sévérité de I'impact. || comporte 4
catégories qui sont les suivantes :

— restrictions dans I'alimentation (dimension fonctionnelle) :4 items,
— restrictions dans les interactions sociales (communication) : 4 items,
— confort et bien-étre (douleur et inconfort) : 4 items,

— image de soi et esthétique : 2 items.

Le score de 1 est attribué a la catégorie si au moins un item de celle-ci a obtenu une
réponse positive. Le score SIDD total peut aller de 0 a 4 ou de 0 a 5 s'il inclut la catégorie

« inconfort » .

e. Socio-dental Scale

Ce questionnaire a été crée au Royaume-Uni en 1986 par Cushing, Sheiham et
Maizels et al. (74,77). Il permet de mesurer l'impact de troubles bucco-dentaires sur la
qualité de vie via 14 items abordant les domaines suivants :

— fonction masticatoire,
— parler,

— sourire,

— rire,

— douleur,

— apparence,

Les questions sont fermées, les possibilités de réponses sont « oui » ou « non ».

f. General Oral Health Assessment Index
Ou GOHAI, anciennement appelé Geriatric Oral Health Assessment Index, cet index

a été créé aux Etats-Unis en 1990 par Atchison, Dolan et al. (74-76,79). Il a été testé et

validé initialement pour des adultes agés de 65 ans et plus, mais son efficacité et sa fiabilité
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ont également été démontrées par des études dans des populations d'adultes d'ages variés
(80).

Il a pour but d'évaluer les problémes des fonctions bucco-dentaires et les impacts
psycho-sociaux associés aux maladies bucco-dentaires des patients, ceci via 12 items
répartis en 3 dimensions :

— dimension fonctionnelle (manger, parler, déglutir/avaler),
— dimension psycho-sociale (apparence, inconfort relationnel, préoccupations),
— douleur/inconfort (médicaments, sensibilités gingivales, inconfort lors de la

mastication de certains aliments).

L'évaluation se fait dans la version initiale grace a une échelle de réponse de Likert a
6 possibilités de réponses allant de « toujours » = 5 a « jamais » = 0.
Le score total GOHAI correspond a la somme totale des réponses aux items et varie
ainside 0 a 60 :
— score de 57 a 60 : haut, qualité de vie et santé bucco-dentaire satisfaisantes,
— score de 51 a 56 : modéré,
— score de 50 ou moins : faible, reflete une pauvre qualité de vie et de santé bucco-

dentaire.

Des versions GOHAI avec un format de réponses simplifi¢ a 5 ou 3 possibilités de
réponses métriques ont ensuite été créées, les scores totaux pouvant par conséquent aller
de 12 a 60 ou de 12 a 36 (76).

g. Dental Impact Profile

Ou DIP, ce questionnaire a été créé aux Etats-Unis en 1993 par Strauss, Hunt et al.
(74-76,81) et a éteé testé et validé chez des patients &gés de 60 ans et plus.

Son objectif est d'évaluer si les problémes bucco-dentaires influencent positivement
ou négativement la qualité de la vie quotidienne des patients. Par contre, il ne permet pas de

quantifier une éventuelle incapacité.

28



L'évaluation se fait via 25 items abordant les aspects suivants :
— apparence,
— alimentation,
— communication,
— confiance,
— bonheur,
— vie sociale,

— relations.

Il'y a trois catégories de réponses possibles par item : « mauvais effet », « bon
effet » et « pas d'effet ». Les items pour lesquels la réponse « pas d'effet » est donnée sont
considérés comme n'ayant aucun impact sur la qualité de vie du patient. Le score est défini
par la proportion entre les réponses positives et négatives.

C'est le premier outil de mesure de la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire a
prendre en compte les croyances personnelles, l'origine culturelle et ethnique et leurs

influences sur la perception qu'un individu a de sa santé.

h. Subjective Oral Health Statut Indicators

Abrégé SOHSI, cet outil a été développé au Canada en 1994 par Locker, Miller et al.
(74-76,82). Il a été testé et validé initialement avec des patients adultes &gés, puis dans un
échantillon de la population générale de 18 ans et plus (83).

Il se base sur la classification des incapacités, déficiences et handicaps de 'OMS
(55,56) et a pour but d'identifier les liens entre les maladies bucco-dentaires et les résultats
de leurs traitements. Cet outil évalue :

— la capacité masticatoire, via un index masticatoire reprenant les travaux de Leake et
al. (84): 6 items,

— la capacité a parler correctement : 3 items,

— un index de douleur oro-faciale : 9 items,

— un index des symptédmes bucco-dentaires, lui-méme développé par Locker et al. (85) :

10 items,
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— une échelle d'impact psycho-social, se basant partiellement sur les questions du

RAND Health Insurance Study (voir 11.D.1.c.) et abordant les problémes liés a :

['alimentation : 3 items,

la communication et les relations sociales : 4 items,

la limitation d'autres activités quotidiennes : 6 items,

l'inquiétude et les préoccupations a propos de la santé : 2 items.

Les réponses sont dépendantes du format de la question :

— « 0ui » oU « Non »,

— échelle de réponse allant de « tout le temps » =5 a « jamais » = 1.

Le score total est calculé en additionnant le nombre de oui ou de non selon la

catégorie et en sommant les codes de réponses de 5 a 1.

i. Oral Health Impact Profile

Ou OHIP, cet outil a été développé en Australie en 1994 par Slade, Spencer et al.
(86,76,74,75). 1l a été testé et validé au sein d'une cohorte de patients agés de 60 ans et
plus, dans le but d'évaluer le dysfonctionnement, l'inconfort et l'incapacité liés a des

conditions bucco-dentaires particuliéres.

Il comporte 49 items abordant les dimensions suivantes :

— limitations fonctionnelles : 9 items,
— douleur physique : 8 items,

— inconfort psychologique : 5 items,
— invalidité physique : 9 items,

— invalidité psychologique : 5 items,
— invalidité sociale : 5 items,

— handicap : 6 items.
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Les sujets répondent aux items en déterminant a quelle fréquence ils ont ressenti un
impact dans une période définie (I'année passée, les 3 derniers mois etc), a l'aide d'une
échelle de Likert a 5 points :

— « trés souvent » =4,

« souvent » = 3,

« de temps en temps » = 2,

« rarement » =1,

« jamais » = 0,

Les questions abordant les probléemes liés aux prothéses dentaires possédent une
option de réponse différente pour les patients non concernés. L'option « ne sait pas » est
comptée comme une réponse manquante. Au dela de 9 items sans réponse ou répondus
« ne sait pas », les auteurs déconseillent d'inclure le questionnaire dans des calculs
statistiques. Le score répondu sera multiplié par un poids spécifique attribué a chaque item.

Le score total OHIP est calculé en additionnant ces scores, il varie de 0 a 40.

Une version comportant 14 items a été plus récemment testée et validée par Slade et
al. (87) au sein d'un échantillon de patients australiens de 60 ans et plus avec des états
bucco-dentaires divers (Annexe 6).

Les items ne concernant que les porteurs de prothéses ont été supprimés et le calcul

du score se fait sans pondérer chaque item.

Le questionnaire OHIP est I'un des questionnaire d'évaluation de la qualité de vie

liée a la santé bucco-dentaire le plus utilisé (76).

j- Oral Impacts on Daily Performances

Ou OIDP, cet indicateur socio-dentaire alternatif a été développé au Royaume-Uni en
1996 par Adulyanon, Sheiham et al. (74—-76,88). |l a été testé et validé grace a un échantillon
composé d'habitants thailandais agés de 35 a 44 ans.

Il a pour but de déterminer dans quelle mesure les manifestations bucco-dentaires
impactent les activités quotidiennes d'un individu, c'est-a-dire d'évaluer la fréquence et la

séveérité de ces impacts.
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La version initiale de I''ODP a été modifiée par Locker et al. (82) selon la
classification internationale des « Déficiences, Incapacités et Handicaps » de I'OMS (voir
IILA.1.) afin d'établir 3 niveaux de conséquences :

— niveau 1 : il correspond a I'état bucco-dentaire et aux déficiences bucco-dentaires,
mesurables par la plupart des indicateurs cliniques,

— niveau 2 : ce sont les impacts de niveau intermédiaire engendrés par I'état bucco-
dentaire, tels que la douleur, l'inconfort et les limitations fonctionnelles, ainsi que
I'insatisfaction de I'apparence,

— niveau 3 : il évalue les impacts sur les capacités des activités quotidiennes telles que

les performances physiques, sociales et physiologiques.

Ce questionnaire se concentre sur la mesure a la fois de la fréquence et de la
sévérité des impacts du troisieme niveau au cours des 6 derniers mois, via 54 items

abordant les aspects suivants :

capacité a manger et a apprécier les aliments,

— parler et prononcer distinctement,

— hygiéne bucco-dentaire,

— sommeil et repos,

— sourire, rire et laisser voir ses dents sans géne,

— maintenir un état émotionnel habituel, sans irritabilite,
— réaliser un travail important ou un réle social,

— apprécier les contacts sociaux.

Concernant la fréquence, le format de réponse aux items différe si le patient rapporte
une fréquence réguliére ou ponctuelle d'impact. Si elle est réguliere, le format de réponse
sera le suivant :

— 0 : jamais affecté au cours des 6 derniers mois,
— 1 : moins d'une fois par mois,
2 : une ou deux fois par mois,
— 3 :une ou deux fois par semaine,
4

: tous les jours ou presque.
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Pour les patients atteints ponctuellement, le format de réponse sera basé sur la

durée de l'impact et sera le suivant :

— 0 :aucun jour,

— 1 :jusqu'a 5 jours au total,

2 :jusqu'a 15 jours au total,

3 : jusqu'a 30 jours au total,
— 4 :jusqu'a 3 mois au total,

5

: plus de 3 mois au total.

Concernant la sévérité, il est demandé au patient d'évaluer a quel point le domaine
lui pose probleme dans sa vie quotidienne, via une échelle de Likert en 5 points allant de

« trés sévere » =5 a « aucun » = 0.

Le score pour chaque domaine est obtenu en multipliant la sévérité et la fréquence
obtenue. Le score total représente la somme des scores des 8 domaines pour un individu.
Puis, la somme est multipliée par le score total (8 domaines x 5 sévérité x 5 fréquence =

200) et divisé par 100 pour obtenir un pourcentage.

L'échelle OIDP permet des mesures « génériques » et des mesures en cas de
« conditions spécifiques » (SC) (64,89).

Les mesures génériques évaluent simultanément l'impact global des problémes
oraux, tandis que les mesures en conditions spécifiques ciblent les impacts liés a une
maladie ou condition particuliére (telle que I'hnypo/oligodontie).

L'instrument SC-OIDP est de ce fait plus sensible aux petits changements
cliniqguement pertinents des maladies bucco-dentaires spécifiques. |l fournit un apercu des
conséquences d'un état bucco-dentaire non traité. Il est particulierement important lors de
I'évaluation des besoins en traitements aussi bien que dans la priorisation des types de
soins bucco-dentaires.

C'est une échelle de mesure qui a démontré sa fiabilité pour des études
transversales de populations telles que des patients atteints de troubles bucco-dentaires

spécifiques.
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k. Dental Impact on Daily Living

Aussi abrégé DIDL, ce questionnaire a été créé au Royaume-Uni en 1996 par Leao
et Sheiham et al. (74-76,90). Il a été testé et validé sur un échantillon de patients brésiliens
ageés de 35 a 44 ans avec états bucco-dentaires variés (bons a mauvais, évalués grace au
CAOQD, voir chapitre 11.D.3.a.).

C'est une mesure socio-dentaire qui a pour but d'évaluer cing domaines de la qualité
de vie en interrogeant le patient quant a l'impact bucco-dentaire sur sa vie quotidienne. Les
questions portent sur les trois derniers mois.

Il est composé d'une échelle et de 36 items, certains provenant du SIDD (voir
chapitre 11.D.1.d.), abordant les aspects suivants :

— confort,

apparence,

douleur,

activités quotidiennes,

restrictions alimentaires.

Le patient attribue un coefficient « poids » personnel a chacune des catégories, en
s'aidant de I'échelle qui est une représentation graphique créée par Leao et al. (91), sans
quoi on considérerait que les dimensions ont toutes la méme importance pour tous les

patients.

L'impact est codé « +1 » s'il est positif, « -1 » s'il est négatif et « 0 » s'il est neutre.
Pour construire le score final, les réponses dans chaque catégorie sont additionnées et
divisées par le nombre d'items, donnant un score pour chaque dimension. Les scores par
dimensions sont modulés par le coefficient « poids » attribué par le patient, avant d'étre
additionnés. Le score total peut varier de 10 a -10 :
— score compris entre 7 et 10: individu satisfait de sa qualité de vie,
— score entre 6,9 et 0 : satisfaction relative,

— score compris entre 0 et -10 : individu insatisfait.
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. Oral Health Related Quality of Life measure

Ou OHQolL, cet outil de mesure a été créé aux Etats-Unis en 1996 par Kressin et al.
(75,76,92,93). Il a été testé et validé au sein d'une cohorte d'anciens combattants masculins
de plus de 45 ans, avec l'objectif de démontrer que les perceptions de I'impact de la santé
physique sur la qualité de vie sont distinctes de I'impact percu de la santé bucco-dentaire sur

la qualité de vie.

Les premiers items de ce questionnaires proviennent de questionnaires pré-existants
évaluant différents impacts de la santé bucco-dentaire sur la qualité de vie. Il comporte 3
items abordant les possibles effets de maladies a manifestations bucco-dentaires sur les :

— activités quotidiennes,

— activités sociales,

— conversations (item repris du RAND HIS ou « Research and Development
Corporation Health Insurance Study », voir 11.D.1.c.).
La réponse a ces items se fait via 6 catégories pour quantifier a quel point I'aspect

est affecté, allant de « tout le temps » a « pas du tout »

Deux items sont dédiés a I'évaluation de l'inconfort buccal (bouche séche, sensible,
saignements gingivaux) via une échelle de réponse a 5 points allant de « trés souvent » a
« jamais ». Deux items, issus du Nutrition Screening Initiative (94) sont dédiés a I'évaluation

des problémes d'alimentation avec un format de réponse « oui » / « non » .

La douleur dentaire est évaluée en interrogeant les patients quant au nombre de fois
ou leurs dents/gencives leur ont causé douleur ou détresse au cours des trois derniers
mois ; via une échelle de réponse allant de « beaucoup »= 1 a « pas du tout » = 5 (élément

également inclus dans la mesure RAND).
La brieveté de ce questionnaire est avantageuse car cela le rend facile d'utilisation

mais c'est aussi une faiblesse car il ne permet pas d'évaluer spécifiquement le type d'impact

de la santé bucco-dentaire sur la qualité de vie.
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m. Oral Health Quality of Life Inventory

Aussi abrégé OH-QoL, cet index de mesure bucco-dentaire spécifique a été créé aux
Etats-Unis en 1997 par Cornell, Frisch et al. (95,96). Il a été testé et validé au sein d'un
groupe de patients adultes consultant en clinique dentaire pour des examens de dépistage

bucco-dentaire.

Il fait partie d'un ensemble de questionnaires issus d'une grande interview réalisable
a domicile : the Oral Health Quality of Life Interview (OHQoLI). Le but de cette interview est
d'évaluer la satisfaction qu'a un individu de sa santé bucco-dentaire ainsi que de son état
fonctionnel, et l'importance qu'il y accorde (74—76). Elle contient également :
— une auto-évaluation de la santé bucco-dentaire et du statut fonctionnel (SROH) : 40
items,

— un indice de qualité de vie nutritionnelle (NutQoL) : 9 items.

L'OH-QoL comporte quant a lui 15 items abordant les domaines suivants :
— santé bucco-dentaire,
— alimentation,
— santé bucco-dentaire auto-évaluée,

— qualité de vie générale.

Les questions sont organisées en deux sections :

— section A ou il est demandé de quantifier a quel point quelque chose est important,
avec quatre possibilités de réponses allant de « pas du tout important » = 0 a « trés
important » = 2,

— section B ou il est demandé de quantifier si cette chose rend la personne heureuse ou
non, avec quatre possibilités de réponses allant de « malheureux » = -2 a « heureux »
= +2.

Le score total varie alors entre -4 et +4.

L'inconvénient de cet outil est que les items d'OH-QoL sont dispersés au sein de la
globalité de l'interview OQoLI et que son fonctionnement hors de ce contexte n'a pas été

évalué.
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n. Orthognathic Quality of Life Questionnaire

Cet indicateur a été développé au Royaume-Uni en 2000 par Cunningham et al.
(97,98), il a été testé et validé chez des patients de services d'orthodontie et de maxillo-
facial anglais, ayant une chirurgie orthognatique programmeée.

Il a été créé dans le but de mesurer la qualité de vie liée a la santé (physique et
surtout mentale) chez des jeunes adultes atteints de conditions spécifiques telles que les
dysmorphies dento-faciales sévéres nécessitant des traitements par chirurgies
orthognatiques et d'évaluer dans quel degré celle-ci est améliorée apres traitement.

Il comporte 22 items dans sa version finale, abordant les aspects suivants :

— aspect social de la dysmorphie,
— esthétique faciale,
— fonctions,

— conscience de la dysmorphie dento-faciale.

Le format de réponse aux items se fait grace a une échelle de Likert en 4 points ou
« une légere géne » = 1 et « beaucoup de géne » = 4. Une option « non applicable » est
disponible. Un score élevé au questionnaire démontre donc une qualité de vie diminuée en

raison de la dysmorphie dento-faciale.

o. Child Oral Health-Related Quality of Life

Ou COHRQoL, cette appellation regroupe plusieurs types de questionnaires créés
au Canada en 2002 par Jokovic, Locker et al. (99) : le Child Perceptions Questionnaire
(CPQ), le Parental-Caregiver Perceptions Questionnaire (P-CPQ) et le Family Impact Scale

(FIS, voir 11.D.1.p.). Les versions originales sont en anglais.

Le Child Perceptions Questionnaire cible des enfants de 6 a 14 ans en les
interrogeant sur la période des 4 derniéres semaines. Pour ce faire, il posséde trois
versions, pour les enfants de 6 a 7 ans, de 8 a 10 ans et de 11 a 14 ans, a remplir par

I'enfant lui-méme (100)
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Le CPQ 11-14 ans a été testé et validé chez des enfants recrutés parmi les patients
en pédodontie, orthodontie et dentisterie cranio-faciale a Toronto, avec pour objectif
d'évaluer l'impact de troubles bucco-dentaires et faciaux sur le bien étre fonctionnel,
eémotionnel, et social d'enfants et de leurs famille (99).

Le CPQ 8-10 a été testé et validé chez des enfants avec caries dentaires parmi les
patients en pédodontie et ceux avec fentes labio-palatines en dentisterie cranio-faciale a
Toronto (100).

Il n'y a actuellement eu ni test ni validation de la version CPQ 6-7 ans.

Le CPQ 8-10 ans est composé de 25 items répartis en 4 catégories :

— symptdbmes bucco-dentaires : 5 items,
— limitations fonctionnelles : 5 items,
— bien-étre émotionnel : 5 items,

— bien-étre social : 10 items.

Le CPQ 11-14 ans est composé de 35 ou 37 items selon la version (101), répartis en

4 sous-parties (Annexe 5) :

symptémes bucco-dentaires : 6 items,

limitations fonctionnelles : 9 items,

bien-étre émotionnel : 8 ou 9 items,

bien-étre social : 12 ou 13 items.

Des versions a 8 ou 16 items ont été testées et validées en 2006 par Jokovic et al.

(102) au sein des mémes groupes de patients que pour la version originale a 37 items.

Le Parental-Caregiver Perceptions Questionnaire (abrégé P-CPQ ou PPQ) a été
testé et validé en 2003 par Jokovic et al. (103) chez des parents de patients consultant dans
les services hospitaliers de Toronto en pédodontie, orthodontie ou pour des troubles oro-
faciaux (fentes labio-palatines majoritairement). 1| comporte 31 items et concerne les trois
derniers mois passes.

Il est utilisé pour évaluer l'impact des troubles bucco-dentaires de I'enfant sur sa
qualité de vie, du point de vue parental et est de ce fait complété par les parents du patient.

La réponse aux items se fait via une échelle de Likert en 3 points, allant de « ne

dérange pas du tout mon enfant » = 0 a « dérange beaucoup mon enfant » = 3.
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Des versions abrégées du P-CPQ en 8 ou 16 items ont été testées et validées en
2013 par Thomson et al. (104) grace aux données d'une étude précédente de Page et al.

(71) sur les traitements des caries précoces de I'enfance en Nouvelle-Zélande.

p. Family Impact Scale

Le Family Impact Scale (FIS) est un questionnaire appartenant a I'ensemble de
questionnaires regroupés sous le terme COHRQoL (voir 11.D.1.0.), développé au Canada en
2002 par Locker et al. (105).

Il a été testé et validé au sein de la méme population que les autres questionnaires
COHRQoL, dans le but d'évaluer l'impact de conditions oro-faciales (telles que les caries
dentaires précoces, malocclusions ou anomalies oro-faciales) d'enfants de 6 a 14 ans sur
leur famille. En effet, la famille joue un réle central dans la santé de l'enfant et les
interventions/soins de santé concernent souvent I'enfant et les parents a la fois.

Le FIS s'adresse de ce fait aux parents de patients, via 14 items répartis en 3 sous-
parties :

— émotions parentales : 4 items,
— activité parentale/familiale : 5 items,

— conflits familiaux : 4 items,

— poids financier : 1 item.

Les questions portent sur la fréquence d'un événement au cours des trois derniers
mois écoulés. Les réponses se font grace a une échelle de Likert a 5 points :
— «jamais » =0,
— « une ou deux fois » = 1,
— « parfois » = 2,
— «souvent » = 3,
— « quotidiennement ou presque » = 4.

Une option de réponse « ne sait pas » est possible, comptant comme une réponse
manquante. Le score FIS total est obtenu par addition des codes numériques de réponses

obtenus a chaque item, il varie entre 0 et 56.
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Il est également demandé aux parents de donner, via une échelle de Likert en 5
points, une appréciation globale de la santé bucco-dentaire de leur enfant (allant de
« pauvre » a « excellente ») et d'évaluer dans quel mesure cet état influence son bien-étre

(allant de « pas du tout » a «énormément »).

Une version courte en 8 items a été testée et validée en 2013 par Thomson et al.
(104).

g- Child Oral Impacts on Daily Performances

Aussi abrégé COIDP, c'est un questionnaire développé en Thailande en 2004 par
Gherunpong, Tsakos et al. (106) il correspond a l'adaptation pour les enfants du
questionnaire IODP (voir 11.D.1.j.). Cet outil a été testé et validé dans un échantillon

constitué d'enfants thailandais scolarisés agés de 11 a 12 ans.

Le Child-OIDP cible des patients de 10 a 12 ans, son but étant de mesurer a la fois la
séveérité et la fréquence d'impacts de facteurs bucco-dentaires sur la qualité de vie, en se
basant sur la classification internationale de I'OMS « déficiences, incapacités et
désavantages » (55,56).

Il est également utilisable pour des mesures « géneériques » et en « conditions
spécifiques » (89), ceci se fait en évaluant 8 performances :

— parler,

— s'alimenter,

— sourire,

— hygiéne bucco-dentaire,

— sommeil,

— bien-étre émotionnel,

— environnement scolaire (tdches associées a 'école),

— contact social.

La période sur laquelle porte l'interrogation a également été réduite de 6 a 3 mois.
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Les réponses se font grace a une échelle de Likert allant de 0 a 3. Dans la version
originale thai, des images « positives » et « négatives » ont été développées et associées a
chaque performance afin d'illustrer l'item et de réduire le temps de réponse au questionnaire.
Le score de chaque performance est évalué en multipliant les scores de sévérité et
fréquence correspondant. Le score total est un pourcentage, il correspond a la somme des
scores de chaque performance divisée par le score maximum possible et varie donc de 0 a
100 (74,89).

Une version frangaise du Child-OIDP a été testée et validée en 2005 par Tubert-
Jeannin et al. (107) au sein d'un échantillon aléatoire d'enfants francais de 10 ans. La
période d'interrogation a été maintenue a 3 mois. Une version anglaise du Child-OIDP a été
testée et validée au Royaume-Uni en 2006 par Yusuf et al. (108) au sein d'un échantillon

formé par des enfants londoniens agés de 10 a 11 ans.

r. Child Oral Health Impact Profile

Aussi abrégé COHIP, c'est un questionnaire créé dés 2005 aux Etats-Unis par Broder
et al. (109,110). Il a été testé et validé chez des enfants avec des besoins en soins en
pédodontie, orthodontie et pour des anomalies cranio-faciales, son but étant de mesurer les
impacts positifs et négatifs de la santé bucco-dentaire sur la qualité de vie chez ces patients.

Il correspond a la version enfant du OHIP (voir chapitre 11.D.1.i.) et cible donc des

patients agés de 8 a 15 ans, mais il existe en paralléle une version parentale du COHIP.

Un pool initial de 54 items a été sélectionné pour le questionnaire et traduit en
plusieurs langues (frangais, espagnol par exemple) au cours du processus de validation. La
version validée anglaise est quant a elle finalement composée de 34 items, répartis en 5
catégories :

— santé bucco-dentaire : 10 items,

— bien-étre fonctionnel : 6 items,

— bien-étre socio-émotionnel : 8 items,
— environnement scolaire : 4 items,

— image de soi : 6 items.
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Le format de réponse consiste en une échelle de Likert a 5 points, allant de
« jamais » = 0 a « presque tout le temps » = 4.

Les scores de chaque item sont additionnés pour obtenir un score total pouvant
varier de 0 a 136, un score élevé démontrant un impact négatif plus fort sur les catégories

de la qualité de vie abordées.

Le COHIP en 34 items a également été testé et validé en 2007 par Dunlow et al.
(111) chez des enfants américains de 9 a 14 ans présentant des malocclusions dentaires
légeres a modéreées.

La version raccourcie a 19 items appelée COHIP-SF19 a été testée et validée en
2012 par Broder et al. (112) dans un échantillon similaire a celui utilisé lors la validation de la
version originale a 34 items.

Une version francaise du COHIP en 34 items a été testée et validée en Nouvelle-
Calédonie en 2015, par El Osta et al. (113) au sein d'un échantillon d'enfants de 12 ans. La

répartition et le nombre d'items par catégorie sont identiques a la version originale anglaise.

s. Psychosocial Impact of Dental Aesthetic Questionnaire

Ou PIDAQ, ce questionnaire d'auto-évaluation a été créé en Allemagne en 2006 par
Klages et al. (114,115). |l a été testé et validé au sein d'un échantillon de 12 patients au
stade initial de leur traitement orthodontique.

Il cible les jeunes adultes souffrant de dysmorphies dentaires afin de mesurer

I'impact psycho-social de I'esthétique dentaire.

Il comporte 23 items, dont certains sont issus du Orthognathic Quality of Life
Questionnaire (OQLQ, voir chapitre 11.D.1.n.) et sont répartis en quatre catégories :

— préoccupation esthétique : 3 items,
— impact psychologique : 6 items,

— impact social : 8 items,

— confiance en soi dentaire : 6 items.

Une échelle le Likert en 5 points est utilisée pour répondre aux items, allant de « pas

d'impact sur la qualité de vie » = 0 a « impact maximum de I'esthétique dentaire » = 4.

42



Une version espagnole a été testée et validée en 2013 par Montiel-Company et al.
(115) au sein d'un échantillon aléatoire d'enfants et adolescents avec différents besoins en
soins orthodontiques.

Une version francaise du PIDAQ, appelée QIPEO, a été développée, testée et
validée pour une population de jeunes adultes en besoin de soins orthodontiques en 2013

par Ngom et al. (116).

t. Early Childhood Oral Health Impact Scale

Ou ECOHIS, ce questionnaire d'évaluation a été développé aux Etats-Unis en 2007
par Pahel et al (68). Il a été testé et validé dans un groupe de 186 parents d'enfants de 5
ans avec des besoins en soins bucco-dentaires variés, dans le but de mesurer l'impact des
caries dentaires précoces et de leurs traitements sur la qualité de vie.

Il cible ainsi les enfants d'age préscolaire (3 a 5 ans), en interrogeant les parents de

ces derniers (Annexe 4).

Les 13 items abordent les domaines suivants :

— impact sur I'enfant : 9 items, dont :

symptomes : 1 item (de 0 a 4),

fonction : 4 items (de 0 a 16),

psychologie : 2 items (de 0 a 8),

— interactions sociales/image de soi : 2 items (de 0 a 8),
— impact familial : 4 items, dont :

— détresse parentale : 2 items (de 0 a 8),

— fonction familiale : 2 items (de 0 a 8) (117,118).

Les réponses se font grace a une échelle de Likert en 4 catégories, allant de
« jamais » = 0 point a « trés souvent »= 4 points. Une option de réponse « ne sait pas » est
disponible, elle sera comptée comme une réponse manquante pour le calcul du score total.
Ce dernier peut alors varier de 0 a 52, plus il est éleve, plus il démontre un impact

négatif sur la qualité de vie.
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Une version traduite en francais a été développée et validée au Canada en 2008 par
Li et al. (119) au sein d'une population formée de parents d'enfants agés de 12 mois recrutés
pour une étude communautaire et de parents d'enfants de 0 a 5 ans en cours de soins

bucco-dentaires dans une clinique hospitaliere (Annexe 10).

u. Health Related Condition-Specific Quality of Life Questionnaire for

Hypodontia

Ce questionnaire a été développé au Royaume-Uni en 2011 par Akram et al. (120). Il
a été testé en 2013 par une nouvelle étude au sein d'un groupe d'enfants de 11 a 18 ans
atteints d'hypodontie de différents degrés et a des stades variés de traitement (121).

C'est un outil qui a pour but I'évaluation de la qualité de vie liée a la santé pour une
condition spécifique donnée, I'hypodontie, autrement que par des mesures de besoins en
soins orthodontiques classiques, via une auto-évaluation de la qualité vie.

Il contient une section concernant I'age, le sexe, le type et le stade d'avancée des
traitements effectués, pour évaluer l'association entre ces caractéristiques, le stade de
traitement et la sévérité de I'hypodontie. Il contient initialement 21 items dont 7 similaires a
ceux trouvés dans le CPQ. Les thémes abordés dans les items de ce questionnaire sont les
suivant :

— traitements,
— effet sur les activités quotidiennes,
— pensées concernant I'apparence,

— réactions des autres personnes (incluant famille et amis).

En raison de I'age des patients ciblés, une échelle de réponse sous un format avec
marqueurs verbaux plutét que des chiffres a été utilisée, allant de « totalement d'accord » a

« totalement en désaccord ».

Cet outil n'a été que tres peu utilisé jusque la en raison de son caractére récent et

ciblé sur une condition particuliére trés spécifique. Sa validité n'a pas encore été démontrée.
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V. Scale of Oral Health Outcomes

Aussi appelé SOHO-5, ce questionnaire a été créé en 2012 au Royaume-Uni par
Tsakos et al (122). Il a été testé et validé au sein d'un échantillon formé d'enfants écossais
de 5 ans, issus d'écoles participant au programme national d'inspection bucco-dentaire et de
leurs parents. Il a pour but d'évaluer la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire de
jeunes enfants via une auto-évaluation et non plus uniquement par enregistrement des
perceptions parentales.

Il s'adresse a des patients de moins de 6 ans et leurs parents, il posséde pour ce
faire, deux versions complémentaires de 7 items chacune :

— SOHO-5c ou « child » : version auto-rapportée par le jeune patient lui-méme,

— SOHO-5p ou « parental » : version complétée par les parents de l'enfant.

La version enfant aborde les difficultés pour boire, manger, parler, jouer, dormir et
sourire suite a des problémes bucco-dentaires.
Le format de réponse se fait par une échelle de Likert a 3 catégories, avec l'aide
d'une échelle de visages :
— non =0,
— unpeu=1,
— beaucoup = 2.
L'évaluation doit se faire par un examinateur externe et sans la présence des parents

pour éviter au maximum leur influence.

La version parentale est réalisée par les parents du patient, 5 catégories de réponses
sont possibles :

— «pasdutout » =0,

«unpeu»=1,

— « modérément » = 2,

— « beaucoup » = 3,

— « de facon trés importante » = 4,

— option « ne sait pas » incluse, mais ne compte pas dans le score.

Le score total varie de 0 a 14 pour le SOHO-5c et de 0 a 28 pour le SOHO-5p (117).
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Pour mesurer la santé bucco-dentaire et la qualité de vie, la derniére
recommandation de 'OMS est d'aborder sept dimensions de qualité de vie. Les outils utilisés
n'incluent pas tous les sept dimensions car cela crée un outil long et complexe.

Cependant, des outils comme le questionnaire OHIP sont plus couramment utilisés
pour I'évaluation de la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire et donnent des enquétes

avec des résultats acceptables.

D.2. Indicateurs de la qualité de vie liée a la santé

Il existe des indicateurs appelés « health related quality of life » ou HRQoL,
développés pour évaluer la qualité de vie liee a la santé en général. Il ne sont, par
conséquent, pas spécifiques a des problématiques bucco-dentaires et encore moins aux
manifestations bucco-dentaires associées aux maladies rares.

Toutefois, ils sont listés ici, par ordre chronologique de création, car ils sont
fréquemment utilisés en association avec les indicateurs OHRQoL et bien qu'ils évaluent la

santé générale, certains items abordent |'état bucco-dentaire.

a. Cantril’s Self-Anchoring Ladder

Ce questionnaire, abrégé CL, est un outil auto-administré créé au Royaume-Uni en
1965 par Cantril et al. (123,124), permettant d'évaluer la qualité de vie globale d'un individu
en une seule question : « comment est ta/votre vie ? ».

Il est demandé aux répondants de noter leurs expériences actuelles de vie sur une
échelle allant de 0 = « pire qualité de vie possible » a 10 = « meilleure qualité de vie

possible ».

b. Activities of Daily Living Scale

L'Activities of Daily Living (ADL) ou Katz Index, est un outil créé aux Etats-Unis en
1963 par Katz et al. (125).
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Il a initialement été développé, testé et validé dans l'optique d’évaluer en 6 items

I'état fonctionnel de patients agés et atteints de maladies chroniques et leur capacité a
effectuer des activités et comportements de base tels que :

— s’habiller,

— selaver,

— se toiletter,

— se déplacer,

— Se nourrir,

— la continence.

Les réponses sont dichotomiques (oui/non) et 1 point est attribué par item ou le
patient est indépendant, O si le patient est dépendant. Le score maximal possible est de 6,
indiqguant un niveau de dépendance élevé et un besoin d'aide permanent de la part du

patient pour chacune des activités citées ci-dessus (126).

L'index Katz ne tenant pas compte du statut cognitif du patient, d'autres versions
appelées IADP et ADP-Questionnaire (127) ont été développées plus récemment afin
d'évaluer la capacité a effectuer des activités plus complexes telles que la bonne utilisation
des médicaments, la gestion financiére et du domicile dans le cas de pathologies

psychologiques et de démences (128).

c. Sickness Impact Profile

Cet outil aussi appelé SIP, a été développé aux Etats-Unis en 1970 par Bergner,
Gilson et al. (129).

Sa fiabilité et sa validité ont été testées et démontrées dans un grand échantillon
aléatoire de participants et dans des échantillons plus petits de patients souffrant
d'hyperthyroidie, de polyarthrite rhumatoide ou étant porteurs de prothése de hanche.

C'est I'un des premiers outils d'évaluation de la qualité de vie liée a la santé a étre
multidimensionnel et basé sur le comportement. |l a pour but de mesurer les changements

de capacités fonctionnelles percus et signalés par les patients dus a leur maladie.
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Il contient 136 items répartis en 12 catégories : repos et sommeil, alimentation,
travail, loisirs et passe-temps, soins du corps, mobilité, déplacements, gestion a domicile,
comportement émotionnel, comportement affectif, interactions sociales et communication.

Le score total varie de 0 a 100.

Le SIP a permis d'évaluer la santé en cardiologie, néphrologie, en gériatrie mais son
utilité reste néanmoins limitée pour I'évaluation générale de la santé bucco-dentaire, ceci est

dd a un manque de sensibilité concernant le statut fonctionnel bucco-dentaire (75,76).

d. Impact On Family Scale

Abrégé IOFS, cet outil a été développé aux Etats-Unis dés 1980 par Stein, Reissman
et al. (130-132). Il a été créé pour mesurer la santé et la qualité de vie et pour quantifier
I'impact familial de maladies infantiles chroniques. Il a été testé et validé dans un échantillon
aléatoire d'enfants atteints de maladies chroniques variées et consultant pour des
traitements et soins pédiatriques ambulatoires (PACTS) (133).

Le questionnaire IOFS s'adresse aux parents d'enfants allant d'un age péri-natal a 11

ans, atteints de troubles physiques chroniques.

Il est initialement composé de 33 items, mais il a été réduit a 27 puis 15 items pour la
version actuelle, répartis dans les dimensions suivantes :

— économique (modification du statut financier familial),

— sociale (qualité et quantité des interactions sociales en dehors de la famille),

— familiale (qualité des interactions avec les membres de la famille),

— effort personnel (poids subjectif ressenti par la personne s'occupant principalement de
I'enfant),

— impact sur les autres enfants de la fratrie (items souvent retirés).

Les réponses se font via une échelle de Likert en 4 points allant de 1 a 4, un score

élevé démontrant un impact marqué.
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Une version traduite en francais a 15 items a été testée et validée en 2013 par
Boudas et al. (134) suite a une étude réalisée au sein de I'HoOpital Universitaire de
Strasbourg, auprés de parents d'enfants de 6 a 12 ans souffrant de fentes labiales et/ou

palatines.

e. EQ-D5 Instruments

Pour « Euro Quality of Life 5 dimensions », cet outil a été développé aux Pays-Bas
dés 1987 par l'organisation EuroQoL Group (135,136), dans le but de décrire et d'évaluer les
états de santé via un instrument standardisé, mais non spécifique a une maladie. Il peut
alors étre utilisé pour une variété de conditions et est disponible dans un grand nombre de

langues. Il est composé d'un questionnaire et d'une échelle visuelle analogique.

Le questionnaire comporte 5 items, abordant les 5 dimensions suivantes :
— mobilite,
— douleur/inconfort,
— soins personnels,
— activités quotidiennes,

— anxiété/dépression.

Le patient est invité a indiquer son état de santé en cochant la case a coté de la
déclaration la plus appropriée dans chacune des cing dimensions. Les possibilités de
réponses sont : « pas de probleme » = 1, « légers problemes » = 2, « problemes modérés »
= 3, « problemes graves » = 4 et « problémes extrémes » = 5. Les chiffres pour les cinq
dimensions peuvent étre combinés en code a 5 chiffres qui décrit I'état de santé du patient
(ou 11111 indiquera par exemple que le patient n'éprouve aucun probleme dans les 5

dimensions).

Il existe actuellement trois versions d'EQ-5D :

— EQ-5D avec 5 niveaux de gravité pour chacune des 5 dimensions : EQ-5D-5L,
— EQ-5D avec 3 niveaux de gravité pour chacune des 5 dimensions : EQ-5D-3L,

— EQ-5D pour une utilisation chez les enfants : EQ-5D-Y.
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Le patient auto-évalue sa santé grace a l'échelle visuelle analogique verticale
appelée EVA-EQ allant de «la meilleure santé que vous pouvez imaginer» a « la pire santé

que vous pouvez imaginer».

f.  WHO Quality of Life

Appelé WHOQoL-100 dans sa version initiale, c'est un outil élaboré dans les années
1990 par le programme de santé mentale de I'OMS (50,137,138) et quinze centres
internationaux. Cet instrument a été testé et validé dans chacun des centres via des études
dans différentes populations et pays.

Il est disponible dans plus de 20 langues et dispose d'un manuel utilisateur
(WHOQoL User Manual) afin de définir et d'évaluer plusieurs domaines impactant la qualité

de vie de facon interculturelle :

— Domaine | : domaine physique :
— douleur et malaise (géne),
— énergie et fatigue,
— sommeil et repos,
— Domaine Il : domaine psychologique :
— sentiments positifs,
— pensée, apprentissage, mémoire et concentration,
— estime de soi,
— image corporelle et aspect physique,
— sentiments négatifs,
— Domaine lll : degré d'indépendance :
— mobilité,
— activités journalieres,
— dépendance a la médication ou aux traitements,
— capacité de travail,
— Domaine IV : relations sociales :

— relations personnelles,
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— soutien social,
— activité sexuelle,
— Domaine V : environnement :
— sécurité et protection,
— milieu familial,
— ressources financiéres,
— soins de santé et aide sociale : acces et qualité,
— occasions d'acquérir de nouvelles connaissances et compétences,
— loisirs et détente,
— milieu ambiant,
— moyen de transport,

— Domaine VI : spiritualité/religion/croyances personnelles.

Les questions qui composent le WHOQOL-100 permettent de quantifier la qualité de
vie par l'intermédiaire de quatre échelles de réponse a cinq points relatives a l'intensité, la

capacité, la fréquence et I'évaluation d’états ou de comportements.

L'échelle de l'intensité a trait a la mesure dans laquelle on vit ou ressent un état ou
une situation. Une échelle de réponse dont les points d’ancrage sont « pas du tout » et
« énormément » est utilisée pour évaluer 'intensité.

L’échelle de la capacité évalue la capacité de ressentir, d’étre ou d’agir. Les points
d’ancrage de I'échelle sont « pas du tout » et « plus que suffisamment » ou « entierement ».

L'échelle de la fréquence s'intéresse au nombre, a la fréquence, au degré ou au
niveau d'un état ou d’'un comportement. Le laps de temps est crucial car la fréquence se
référe au nombre de fois dans une période de temps donnée. Les points d’ancrage sont
« jamais » et « toujours ».

L'échelle de I'évaluation a trait a I'évaluation d’un état, d’'une capacité ou d’un
comportement. Les points d’ancrage sont « trés » et « pas du tout ». Cette échelle des
réponses est différente des échelles de lintensité, de la capacité et de la fréquence
puisqu’elle a un point médian neutre et que les points d’ancrage ne sont pas des points

extrémes afin d’optimiser le plein usage de I'échelle.
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Il existe une version abrégée appelée WHOQOL-BREF validée par I'OMS

(137,139,140), abordant via 26 items, quatre domaines liés a la qualité de vie :

g.

santé physique,

santé psychologique,

relations sociales,

environnement.

Il aborde également la qualité de vie globale et la santé en général.

Short Form-36 Health Survey

Cet outil de mesure polyvalent abrégé « SF-36 » est une version courte d'un

questionnaire comportant initialement 149 items et provenant d'une grande étude réalisée

aux Etats-Unis, appelée le Medical Outcomes Study (MOS) Functioning and Well-Being
Profile (141,142).

Utilisé dans plus de 400 publications, il a été développé en 1992 par Ware,

Sherbourne et al. (143,144) et testé et validé initialement dans des groupes de patients dés

14 ans différant par le type et la sévérité de leurs états médicaux et psychiatriques.

Il comporte 36 items en 8 domaines de santé, répartis en deux composantes de la

qualité de vie:

score de la composante physique (PCS) :

fonctionnement physique,
douleur physique,
limitations fonctionnelles dues a des problémes de santé physique,

perception de la santé générale,

score de la composante mentale (MCS) :

santé mentale générale (détresse et bien-étre psychologiques),
fonctionnement social,
limitations fonctionnelles dues a des problémes émotionnels,

vitalité (fatigue/énergie).

Dans la version originale, la période étudiée correspond aux 4 derniéres semaines.

52



Les réponses MCS et PCS sont transformées et additionnées pour obtenir un score
global allant de 0 a 100, un score élevé indiquant une meilleure qualité de vie.

Une mauvaise qualité de vie liée a la santé est définie par des scores MCS et PCS
tous deux inférieurs a 40, le score moyen étant fixé a 50.

Il existe des versions SF-20, SF-12 et SF-8 validées mais avec moins d'items par
domaines, il est donc conseillé d’utiliser le SF-36 pour des études avec peu de patients
(145,146).

D.3. Indicateurs de santé bucco-dentaire

Ces indices ne permettent pas d'évaluer directement et a proprement parler la qualité
de vie liée a la santé bucco-dentaire d'un patient, mais ils sont importants puisqu’en
mesurant cliniquement I'ampleur de symptdmes bucco-dentaires, ils donnent malgré tout
des informations sur la qualité de vie. Dans les études, ils sont régulierement utilisés en

association avec des mesures de 'OHRQoL.

a. Indice CAOD et caod

C'est I'adaptation francaise d'un indice mis au point en 1940 par Klein, Palmer et al.
(147), en anglais dans sa version originale, dont le but est de mesurer 'impact de la carie
dentaire en calculant le nombre de dent/face absente, cariée ou obturée chez un individu en
denture temporaire (caod) et chez un individu en denture permanente (CAOD) (148-150).
(Voir également chapitre 11.D.3.b. abordant le coaf/CAOF).

La prévalence carieuse d’'un individu est équivalente au nombre de dents a un
moment donné qui sont cariées (c), absentes pour cause de carie (a) ou obturées (0).
L'incidence carieuse intéegre quant a elle la notion d’un intervalle de temps. C’est le

nombre de caries ou de récidives par an.

Seules les lésions cliniques au stade de cavitation sont a prendre en compte, pas les
colorations de surface lisses et des sillons sans cavitation. Les Iésions avec une atteinte de

la dentine sont a noter, mais pas celles limitée uniquement a I'émail.
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Par ailleurs, les troisiemes molaires définitives ne sont pas prises en compte dans le
calcul de l'indice CAQOD.

L'indice caod peut varier de 0 a 20 pour un enfant en denture temporaire et de 0 a 28

pour l'indice COAD d'un adulte en denture permanente.

L’évaluation de la prévalence se fait comme suit :
— nombre de caries, dents absentes, obturations (CAOD/coad) supérieur ou égal a 10 :
risque carieux élevé,

— CAOD/coad inférieur ou égal a 9 : risque carieux modére,

— CAOD/coad inférieur ou égal a 4 : risque carieux faible.

L’évaluation de I'incidence :

— Plus de 3 caries ou obturations par an : risque carieux éleve,
— 2 caries ou obturations par an : risque carieux modéré,

— 1 ou aucune : risque carieux faible.

D'apres Cahen et al. (151,152), ainsi que I'Union Frangaise pour la Santé Bucco-
Dentaire (UFSBD) (153), l'indice caod de référence des enfants en France et en 2006 suit la
répartition ci-dessous :

— ab ans, 63,4% des enfants ont un coad de 0, c'est-a-dire sont indemnes de caries,
— a 12 ans, 56% des enfants ont un caod de 0,

— a 12 ans, l'indice caod est de 1,23.

D'apres les recherches d'Obry-Musset et al. (154), I'indice caod de référence des
enfants en Alsace suit quant a lui la répartition ci-dessous :

— 20% des enfants de 12 ans ont un caod de 0,
— 7% des enfants de 15 ans ont un caod de O,

— caod et caof a 12 ans sont respectivement de 4,6 et 8,7.

Peu d'informations sont disponibles concernant la santé bucco-dentaire des adultes
en France, le CAOD national des adultes a été évalué en 2003 par I'OMS (155) comme

étant supérieur a 13,9.
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b. Indice CAOF/coaf

C'est un dérivé du CAQOD, correspondant au nombre de faces absentes, cariées ou
obturées chez un individu en denture permanente (CAOF) ou en denture temporaire (caof)
(147), il permet de mesurer l'impact de la carie dentaire en denture temporaire ou définitive
(147-150).

Le calcul se fait de la méme fagon que pour l'indice CAOD/caod. Toutes les faces
comportant un matériau d’obturation doivent étre marquées dans le diagramme dentaire.
Une coloration des marges sans passage de sonde n’est pas considérée comme une
récidive carieuse. Si une obturation et une carie sont présentes sur la méme face, c'est la

carie qui prime, de méme pour une récidive de carie.

Dans ce cas, toutes les faces dentaires sont a examiner, les résultats sont notés sur
un diagramme dentaire :
— 5 faces pour molaires et prémolaires : mésiale, distale, vestibulaire, linguale/palatine
et occlusale,

— 4 pourincisives et canines : mésiale, distale, vestibulaire, linguale/palatine.

L'indice coaf varie de 0 a 88 et l'indice CAOF de 0 a 128. Ces indices étant plus

longs a établir que les indices COAD/coad, ils sont moins utilisés.

c. Indice parodontal

C'est I''ndex Communautaire des Besoins en Traitements Parodontaux, aussi appelé
en anglais CPTIN, il a été créé en 1982 par Ainamo et al. (156) suite a l'initiative de 'OMS.

Il permet d'évaluer les besoins en traitements parodontaux d'un patient. Ceci se
réalise en mesurant des symptdmes cliniques tels que le saignement au sondage, la
présence de tartre, de poches parodontales et de mobilités dentaires.

La qualité de vie du patient peut donc étre impactée par les symptédmes parodontaux

en eux-mémes mais également par les traitements nécessaires.
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La denture est divisée en 6 sextants : 17-14, 13-23, 24-27, 47-44, 43-33, 34-37. On

attribue un code chiffré a chaque sextant sans attacher d'importance au nombre de dents

examinées.

Un sextant n'est pris en compte que s'il comporte au moins 2 dents fonctionnelles.

Un seul résultat par sextant est retenu, le plus élevé.

Dans le but de simplifier 'usage de cet indice, 'OMS a mis au point une sonde

spéciale. Elle présente une extrémité en forme de boule de 0,5 mm de diamétre et une

partie colorée de 3,5 mm a 5,5 mm.

Les scores correspondants au CPITN sont:
gencive saine = 0,

saignement au sondage = 1,

présence de tartre = 2,

poche de4 a5 mm =3,

poche de 6 mm ou plus = 4.

Plus le score CPITN obtenu est élevé, plus le patient a des besoins en soins

parodontaux marqués. Ces besoins (TN pour « treatment needs ») sont déterminés en

fonction du plus haut score CPITN obtenu par sextant :

TN O pour les 6 sextants ou x (sextant édenté : moins de deux dents fonctionnelles) :
indique qu'il n'y a pas de besoin en traitement,

TN 1 : traduit des problemes d'hygiéne bucco-dentaire et donc la nécessité de
I'améliorer,

TN 2 ou 3 : indique la nécessité d'un nettoyage professionnel des dents (détartrage),
de l'élimination des facteurs de rétention de plaque et d'un enseignement de
I'hygiéne,

TN 4 : traduit la présence de poche de plus de 6 mm. Le traitement de ce type de
lésions nécessitera un traitement complexe (détartrage profond, surfagage, curetage

ou d'autres procédures chirurgicales complexes) (157).
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d. Index de besoin en traitement orthodontique

Les malocclusions ne sont pas des maladies, mais peuvent étre en rapport avec des
anomalies bucco-dentaires du développement. Les malocclusions et les soins
orthodontiques sont devenus un probléeme de qualité de vie, autant par l'impact esthétique
engendré que pour améliorer l'aspect fonctionnel, réduire les irrégularités anatomiques et

par prévention des tissus mous bucco-dentaires.

L'index de besoin en traitement orthodontique (IOTN) a été développé au Royaume-
Uni en 1989 par Brook, Shaw et al. (158) pour classifier les malocclusions par degré de
gravité et d'impact potentiel sur la santé bucco-dentaire, afin de prioriser les demandes de
soins. |l est constitué de deux composantes indépendantes I'une de l'autre :
— la composante morphologique de santé bucco-dentaire (ou « dental health
component », DHC),

— la composante esthétique (ou « aesthetic component », AC).

Le DHC comprend 5 stades allant de I'absence de besoin de traitement au besoin de
traitement prioritaire, et considére 10 caractéristiques occlusales ou chacune delle est
associée a la longévité de la denture et a une fonction correcte (mastication et phonation) :

— surplomb,

— occlusion antérieure inversée,
— occlusion postérieure inversée,
— supraclusion,

— béance,

— malposition dentaire,

— dentincluse ou retenue,

— hypodontie,

— fentes labiale et/ou palatine,

— déplacements des contacts intermaxillaires (classe Il ou Il d'Angle).

La composante esthétique, complémentaire de la composante morphologique, est
eévaluée en considération de I'alignement esthétique des dents antérieures sur une échelle

de 1 (pas de besoin) a 10 (besoin important) a l'aide de 10 photographies (159,160).
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e. Mini-Nutritional Assessment Index®

Ou MNA®, c'est un calcul du statut nutritionnel créé via un programme de recherche
transfrontalier entre les Etats-Unis, la France et la Suisse dés 1994, par Rubenstein, Guigoz
et Vellas et al. (161-164).

Il a été testé et validé pour dépister les patients agés de 65 ans et plus, hospitalisés,
vivant en institutions ou a domicile souffrant ou étant a risque de malnutrition grace a la

détermination de leur état bucco-dentaire et d'autres mesures.

Il comporte dans sa version originale 18 items qui combinent :

— des mesures anthropométriques (indice de masse corporelle (IMC), circonférence du
mollet et a mi-bras, perte de poids),

— un questionnaire des prises alimentaires (nombre des repas, prises alimentaires et
liquides, autonomie pour se nourrir),

— une évaluation globale de santé (style de vie, médication, mobilité, présence de
stress aigu, présence de dépression ou démence),

— une auto-évaluation de la santé et de la nutrition.

Un score est attribué par question selon la catégorie dans laquelle la réponse se
situe, par exemple pour I'lMC : s'il est inférieur a 19kg/m? = 0 point, s'il est compris entre 19

et 21kg/m? = 1 point, etc.

Les scores de chaque question sont additionnés pour obtenir un score total :
— score MNA® total de 17.0 a 23.5 : risque de malnutrition,

— score MNA® total < 17.0 : malnutrition avérée,

— score MNA® total > 24.0 ou plus : statut nutritionnel normal.

Des versions validées traduites dans différentes langues ainsi qu'une version

abrégée du MNA® développée par Rubenstein et al. sont disponibles (165,166).
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f.  Significant Caries Index

Les indices CAOD ou caod moyens d'une population peuvent masquer des
disparités. Or, si la prévalence de la carie a diminué, c'est-a-dire le nombre de sujet atteint,
ceux atteints le sont souvent de fagon plus sévere. Pour cette raison, le Significant Carie
Index (SCI) a été développé en 2000 par I'OMS et Bratthall et al. (167).

Il représente l'indice CAOD/coad moyen du tiers de la population ayant le
CAQOD/coad le plus élevé et est plus légitime que le COAD/coad pour étudier I'ensemble

d'une population (149).

g. International Caries Detection and Assessment System

Aussi abrégé ICDAS, cet outil a été développé en 2004 au sein du Centre de
recherche sur les disparités en santé bucco-dentaire de Détroit (Etats-Unis) (168) par Pitts et
al. (169).

Son objectif est de mesurer le stade de carie dentaire en comblant les lacunes des
indices CAOD/coad, CAOF/caof et SCI puisqu'il prend en compte les lésions carieuses de
I'émail (117,149,170).

Il varie selon la face de la dent concernée, de la présence éventuelle d"une
restauration sur cette dent et d'une dent adjacente, cependant les codes sont toujours basés

sur le format exposé ci-dessous (Tableau 3).

Code Description
0 Dent saine
1 Premier changement visuel de I'émail (visible uniquement aprés

séchage prolongé ou confiné aux puits et fissures)

2 Changement visuel net de I'émail

3 Rupture localisée de I'émail (sans signe visuel d'atteinte dentinaire)
4 Zone sombre dans la dentine sous-jacente visible a travers I'émail
5 Cavité distincte avec dentine exposée

6 Cavité de grand étendue avec dentine exposée

Tableau 3 : Stades de la carie dentaire, d'apres la classification frangaise de I'lCADS |I.
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h. Débit salivaire et pH

Il est intéressant de quantifier le débit salivaire puisqu'en cas d'hyposialie, il y a une
influence directe sur le risque carieux qui se retrouve augmenté et sur un inconfort bucco-
dentaire associé (sécheresse buccale, sensations de brdlures, déglutition difficile).

Ce sont des conséquences qui entrent en jeu dans la perception de la qualité de vie

liée a la santé bucco-dentaire.

L'évaluation du débit salivaire peut se mesurer de fagon non stimulée ou stimulée,
via un kit commercialisé par Ivoclar Vivadent (kit CRT® Paraffin Pellets et CRT® Beaker) :
on stimule la salivation du patient en lui faisant macher un bloc de paraffine pendant 5
minutes, la salive est ensuite récupérée dans un gobelet gradué.

Le débit salivaire moyen se situant autour de 2 a 3mL/min, on considére que le

patient souffre d'hyposialie si son débit salivaire est compris entre 0,5 et 0,7mL/min.

Echelle d’évaluation du risque carieux en fonction du débit salivaire :
— risque carieux élevé : débit salivaire < ou = 0,2 mL/min,
— risque carieux modéré : débit salivaire < ou = 1 mL/min,

— risque carieux faible : débit salivaire > 1 mL/min.

Le pH de la salive correspond a son caractére acide ou basique. Il existe un kit pour
mesurer le pH salivaire et par extension le pouvoir tampon de la salive. Une baisse du débit
salivaire peut étre associé a une diminution du pouvoir tampon de la salive et a un risque

carieux augmenté (171).

i. Nombre de dents et d'unités fonctionnelles

Ce sont des indicateurs dentaires et de la fonction masticatoire. Sans pouvoir en
mesurer directement l'effet, il est évident que le nombre de dents présentes influence la
qualité de vie d'un patient, pour des raisons a la fois esthétiques et fonctionnelles puisqu'il
modifie la capacité masticatoire.

Cette capacité est définie par le nombre d'unité fonctionnelle (UF) (172),

correspondant lui-méme au nombre de paires de dents postérieures antagonistes naturelles
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et/ou artificielles ayant au moins un contact lors de la mastication (173). C'est un meilleur
indicateur de la capacité masticatoire que le nombre de dents présentes en lui-méme (174).

Il prend idéalement en compte les malpositions et/ou malformations dentaires,
dyspraxies des machoires et usures dentaires. |l faut aussi tenir compte du port régulier ou
non de prothéses amovibles partielles ou compléetes : ainsi pour un sujet qui n'a pas utilisé
ses prothéses au court des 2 derniers repas, on mesurera le nombre d'UF sans celles-ci
(175).

j- Port de prothéses

Pour les mémes raisons que le nombre de dents et d'unités fonctionnelles, on
imagine bien que l'impact sur la qualité de vie difféere selon le que le patient soit totalement
denté, totalement édenté (et sans prothéses) ou partiellement/totalement édenté avec

prothéses partielles ou totales (173,176).

D.4. Autres indicateurs

Ce sont des indicateurs d'avantage liés a I'évaluation d'un état psychologique
(anxiété, déprime) mais il est pertinent de les mentionner ici car ils sont réguliérement
utilisés en complément des indicateurs des chapitres 11.D.1. et D.2. dans les études de
qualité de vie liées aux manifestations bucco-dentaires des maladies rares.

lls sont ici aussi listés par ordre chronologique de création.

a. Rosenberg self-esteem scale
Cet outil de mesure a été créé aux Etats-Unis en 1965 par Rosenberg (177). Il a pour

objectif initial d'évaluer la perception qu'a un adulte de I'estime et de I'acceptation de lui-

méme, mais il a été testé et validé pour une variété d'autres patients (178).
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Ce questionnaire comporte 10 items auxquels les réponses se font via une échelle
de Likert en 4 points allant de « totalement en désaccord » = 1 a « totalement d'accord » =
4.

Le score total correspond a la somme des réponses de chaque item et varie par

conséquent de 10 a 40 ; plus il est élevé, meilleure est 'estime de soi.

L'échelle de Rosenberg n'ayant pas d'items spécifiques bucco-dentaires, elle est peu
indiquée pour détecter l'influence des modifications liées aux maladies bucco-dentaires sur

I'estime de soi.

b. Children's Fear Survey Schedule — Dental Subscale

Le CFSS ou « calendrier de I'enquéte sur la peur des enfants », est un outil de 80
items développé aux Etats-Unis en 1968 par Scherer, Nakamura et al. (179), dont l'objectif
est de quantifier la peur et I'anxiété d'enfants en age scolaire. Il contient une sous-catégorie
dentaire (CFSS-DS) développée en 1982 par Cuthbert et Melamed et al. (180) ayant pour
but de mesurer la peur et I'anxiété dentaire.

Cette échelle psychométrique consiste en 15 items, dont le score des réponses varie
de « pas effrayé » = 1 a « trés effrayé » = 5. Le score total varie de 15 a 75, un score

supérieur ou égal a 38 indique une peur dentaire (181).

c. Hospital Anxiety and Depression Scale

Ou HADS, initialement développé au Royaume-Uni en 1983 par Zigmond et Snaith
et al. (182,183) pour détecter anxiété et dépression chez des patients hors d'hépitaux
psychiatriques, ce questionnaire permet de mesurer des niveaux de détresse auto-déclarés ;
la période étudiée est la semaine écoulée.

Il comporte 14 items regroupés en deux catégories : « HADS-A » pour l'anxiété et
« HADS-D » pour la dépression.

Chacune de ces deux catégories posséde 7 items pour lesquels la réponse se fait
grace a une échelle de Likert en 4 points, allant de 0 pour « absent » a 3 pour « présent au

maximum ».
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Les items « dépression » et « anxiété » sont alternés dans le questionnaire, ainsi
que l'ordre des cotations (de 0 a 3, puis de 3 a 0) pour limiter les biais liés a la répétition.

Les scores des réponses sont additionnés pour obtenir un score par catégorie
pouvant aller de 0 a 21 (et score total de 0 a 42). Plus le score est élevé, plus la
symptomatologie est sévere :

— score de 0 a 7 : absence de troubles anxieux et dépressifs,
— score de 8 a 10 : troubles anxieux et/ou dépressifs suspectés,

— score de 11 a 21 : troubles anxieux et/ou dépressifs avérés.

d. Questionnaire de bien-étre psycho-social

Aussi appelé test de Kaasa, cet instrument a été développé en Norvége en 1988 par
Kaasa et al. (184). Il a initialement été testé et validé dans un échantillon randomisé de
patients atteints de cancers du poumon afin d'évaluer le bien-étre et la qualité de vie psycho-
sociaux avant et aprés traitement par radiothérapie et chimiothérapie.

Il consiste en 10 items, 5 déclarations positives et 5 déclarations négatives
auxquelles le patient répond via une échelle allant de 1 = « plus haute qualité de vie » a 5 =

« plus mauvaise qualité de vie ».

Le test comporte en plus deux questions indépendantes sur la qualité de vie globale,
le bonheur et la satisfaction, les réponses allant de 1 = « la meilleure » a 7 = « la moins
bonne » (124).

e. Beck Self-concept Inventory for Youth

Ce questionnaire, aussi abrégé BSC, a été créé aux Etats-Unis en 1990 par Beck,
Steer et al. (185,186).

Il est composé de 25 items, dans le but de mesurer l'auto-perception de sa
compétence et de I'estime de soi chez des enfants et adolescents, par comparaison a des
connaissances.

L'évaluation se fait grace a une échelle de réponse Likert a 4 points (réponses de

« jamais » a « toujours »).
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f. Beck Depression Inventory for Youth

Ou BDI-Y, ce questionnaire a été créé aux Etats-Unis en 1993 par Steer, Beck et al.
(187,188), une nouvelle version actualisée date de 1996 (189).
Il a pour objectif d'évaluer et d'identifier via 21 items les symptéomes dépressifs chez
enfants et adolescents dont les :
— pensées négatives concernant sa vie et son futur,

— sentiments de tristesse,

— signes physiologiques de dépression.

L'évaluation se fait grace a une échelle de réponse Likert a 4 points, les réponses

allant de « jamais » a « toujours ».

g. Dental beliefs survey

Abrégé DBS-R pour « étude des croyances dentaires », ce questionnaire
originalement créé par Getz, Kleinknecht et al. (190) a été revisité en Norvége en 1997 par
Kvale et al. (181,191,192).

Il permet d'examiner les processus interpersonnels et les relations entre le patient et
la personne réalisant les soins dentaires.

Il comporte 28 items couvrant trois dimensions des relations interpersonnelles
ressenties et imaginées par le patient :

— éthique,
— communication,

— contréle.

Les 5 options de réponse aux items vont de 1 = « aucune préoccupation/croyances
hautement positives» a 5 = «la plus grande préoccupation/croyances hautement
négatives ».

Le score en résultant peut ainsi varier entre 28 (hautement positif) et 140 (hautement
négatif). Un score supérieur a 42 indique une attitude négative envers les soins bucco-

dentaires.

64



h. Resiliency Scales for Children and Adolescents

Ou RSCA, c'est un ensemble de trois questionnaires créés aux Etats-Unis en 2007
par Prince-Embury et al. (193,194), ciblant les enfants et adolescents de 9 a 18 ans. Cet
outil a pour but d'évaluer la résilience chez les enfants et adolescents, c'est-a-dire la
capacité a faire face a des situations traumatiques, en mesurant les forces individuelles et la

vulnérabilité de ces derniers.

Les trois questionnaires sont composés de 20 a 24 items :

— sens de la maitrise :

— optimisme (attitude positive face a la vie),

— auto-efficacité (maitrise de son environnement),

— adaptabilité (capacité a demander de I'aide ou résoudre un probléme),
— sens relationnel : confiance, support, réconfort et tolérance,

— réactivité émotionnelle : sensibilité, guérison, déficience, vulnérabilité au stress.

L'évaluation se fait par une échelle de Likert en 5 points, les réponses allant de

« jamais » a « toujours ».

Nous avons vu comment définir les maladies rares, les maladies rares a
manifestations bucco-dentaires et la qualité de vie, puis démontré qu'il existe de nombreux
outils destinés a la mesure de la qualité de vie liée a la santé, qu'elle soit globale, bucco-
dentaire générale ou spécifique a une condition particuliére.

Il est temps maintenant de s'intéresser a l'utilisation de certains de ces indicateurs
dans le cadre d'une étude réalisée au Centre de Référence des maladies rares orales et
dentaires (CRMR-O-RARES) du Pble de Médecine et Chirurgie Bucco-dentaires des

Hoépitaux Universitaires de Strasbourg.
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PARTIE Il : PROJET « MALADIES RARES, MANIFESTATIONS
BUCCO-DENTAIRES : PERSPECTIVES DIAGNOSTIQUES ET
THERAPEUTIQUES »

I. Présentation du projet

Les projets Interreg IV Offensive Sciences « Manifestations bucco-dentaires des
maladies rares » (2012-2015) et Interreg V RARENET (2016-2018), coordonnés par le
Professeur Agnés Bloch-Zupan, sont des programmes de recherche transfrontaliers (195)
visant a développer la connaissance, le diagnostic et la prise en charge des pathologies

bucco-dentaires des patients atteints de maladies rares.

lls résultent de la collaboration de structures universitaires, hospitalieres et de
laboratoires de recherche frangais et allemands de Strasbourg, Fribourg et Heidelberg ainsi
que de partenaires associatifs dont Hypophosphatasie Europe et le Groupement odonto-
stomatologique de la région rhénane supérieure.

lIs sont cofinancés par I'Union Européenne et le Fonds Européen de Développement

Régional (FEDER) en région métropolitaine trinationale du Rhin supérieur.

Le projet développé dans l'initiative Offensive Science a identifié et caractérisé une
cohorte de 1500 patients, réalisé le diagnostic génétique de maladies rares pour plus de 200
patients grace a la conception d'outils spécifiques de recherche et de séquencage (196—
198).

Les chercheurs collectent les données significatives (environnementales, familiales,
médicales, dentaires...) auprés des malades, de leurs familles et identifient les bases
moléculaires, c’est-a-dire les génes, les protéines, les mécanismes responsables des

anomalies bucco-dentaires.
Par ailleurs, la base de données DI[4]/phenodent (Diagnosing Dental Defects

Database (199), regroupant les informations familiales, médicales et en trois langues est

mise a disposition des partenaires du projet et des professionnels de santé.
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Ces projets assurent également la sensibilisation des professionnels et du grand
public via la parution d'articles dans des revues scientifiques et la participation a des

événements destinés aux professionnels de santé, aux scientifiques et au grand public.

Il. Matériels et méthodes

A. Conception de I'étude strasbourgeoise

Bien que le but de ce projet global soit de recueillir, via des questionnaires, des
données relatives a la qualité de vie auprés de patients et de leur famille, venus en
consultation dans le Centre de Référence des maladies rares orales et dentaires (CRMR-O-
RARES) du Péle de Médecine et Chirurgie Bucco-dentaires des Hopitaux Universitaires de
Strasbourg, ainsi qu'aux Hopitaux Universitaires de Fribourg et Heidelberg sur une période
allant du 01/07/12 au 30/06/15, le travail de cette thése se basera uniquement sur
l'interprétation des résultats aux questionnaires réalisés suite a une consultation au Centre
de Référence de Strasbourg pendant la période du 03/12/13 au 08/10/15.

Les patients inclus dans cette étude transversale sont des patients déja suivis ou des
nouveaux patients adressés vers le CRMR-O-RARES de Strasbourg pour une prise en
charge bucco-dentaire particuliére.

Le groupe cible du sondage sont des patients enfants ou adolescents affectés, et

leurs parents et des patients adultes.

B.Indices d’évaluation de la qualité de vie

Nous allons présenter les indices de mesure de la qualité de vie choisis et utilisés

pour la partie francaise de ce projet, ainsi que les raisons qui ont déterminé ces choix.

Trois indicateurs précédemment présentés dans la Partie | chapitre 11.D.1. ressortent
régulierement de la plupart des études dont le but est de quantifier un impact sur la qualité
de vie liée a la santé bucco-dentaire : les questionnaires ECOHIS, CPQ et OHIP.

Ces derniers sont trés frequemment utilisés, ils ont en effet démontré leur fiabilité et

leur validité et sont également disponibles en plusieurs langues.
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A eux trois, ils nous permettent de cibler différentes classes d'ages au sein d'une
population variée, ce qui a orienté notre choix vers ces indicateurs pour notre étude

préliminaire strasbourgeoise.

Cependant, leurs versions originelles ont subi des modifications pour les besoins de
I'étude. Elles ont été traduites et adaptées en fonction des tranches d'age des patients y
répondant :

— L' ECOHIS, en 13 items pour I'enfant jusqu'a 10 ans inclus. Il est demandé aux

parents de répondre a la place de leur enfant ou avec celui-ci (Annexe 10),

— Le CPQ, en 35 items pour I'enfant de 11 a 14 ans inclus, avec ajout d'une question

concernant le port de prothése, au format de réponse différent (oui/non) (Annexe 11

et Annexe 12),

— L'OHIP, en 14 items pour I'adolescent a partir de 15 ans et I'adulte (Annexe 13).

Des informations telles que nom, prénom, sexe, date de naissance, age et date lors
du remplissage ont été recueillies, puis les réponses aux questionnaires ont été

anonymisées.

B.1. Répartition des items

Les items des trois questionnaires utilisés dans notre étude ne sont pas identiques,
mais ils abordent globalement les mémes idées et peuvent étre regroupés selon les
catégories suivantes :

— douleur/limitation fonctionnelle,

— restriction du mode de vie/intégration,

— bien-étre psycho-émotionnel du patient,

— bien-étre psycho-émotionnel de la sphére familiale,

— poids financier de la maladie rare (Tableau 4).
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Questionnaire

ECOHIS CPQ OHIP-14
Limitations fonctionnelles/douleur physique 4 14 7
‘g !_injitatigns du mode de vie quotidien, 3 9 o
o |intégration
o
g Bien-étre psycho-émotionnel du patient 2 11 5
.= | Bien-étre psycho-émotionnel de la sphére
© . 3 1 0
g€ |familiale
o
O |Poids financier 1 0 0
Total 13 35 14

Tableau 4 : Nombre d'items par catégorie abordée dans les versions des questionnaires
utilisés pour I'étude, d'aprés WOolff A., congres de I'Association Internationale d'Odontologie

Pédiatrique, 2015.

B.2. Format de réponse et calcul des scores

Le format de réponse des questionnaires réalisés a Strasbourg correspond a une

échelle de Likert unidirectionnelle, en 4 ou 5 points selon le questionnaire attribué au patient.

De plus, les termes utilisés dans les réponses ont été uniformisés dans les trois

questionnaires ( trés souvent, souvent, de temps en temps, une fois ou deux, jamais et

éventuellement, ne sait pas).

Dans les questionnaires d'origine, les réponses ne sont pas toutes organisées dans

le méme ordre (fréquence croissante ou score croissant par exemple) et les termes pour

déterminer la fréquence de survenue ne sont pas identiques d'un questionnaire a l'autre.

Le calcul du score, et donc de la qualité de vie se fait de la maniére qui suit pour le

questionnaire ECOHIS :

« ne sait pas » et « jamais » = 0,
« de temps en temps » = 1,

« une ou deux fois » = 2,

« souvent » = 3,

« trés souvent » = 4.

Avec 13 items, le score ECOHIS varie ainsi de 0 a 52.
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Le calcul du score pour le questionnaire CPQ se fait de la maniére suivante :
— «jamais » =0,
— « de temps entemps » =1,
— « une ou deux fois » = 2,
— «souvent » =3,
— « tres souvent » = 4.

Avec 35 items qualité de vie, le score CPQ varie de 0 a 140.

Le calcul du score pour le questionnaire OHIP-14 se fait de la maniére suivante :
— «jamais » =0,
— « de temps en temps » = 1,
— « une ou deux fois » = 2,
— « souvent » = 3,
— « trés souvent » = 4.

Avec 14 items, le score OHIP-14 varie de 0 a 56.

Aucun score seuil n'a été défini par les auteurs de ces outils a partir duquel il faut
considérer la qualité de vie comme bonne, moyenne ou mauvaise. Cependant, plus ces
scores se rapprochent de leur valeur maximale, moins la qualité de vie du patient est bonne
et plus l'impact des manifestations bucco-dentaires associées a la maladie rare est fort
(68,87,101).

Pour les items ou la réponse est manquante, ou s'il y a impossibilité de déterminer
quelle est la réponse du patient (dans le cas de plusieurs propositions cochées/entourées
par exemple), il a été décidé d'attribuer a l'item un score correspondant a la moyenne des
scores répondus aux autres items chez ce patient.

C.Modifications des questionnaires

Pour les besoins de notre étude pilote, nous avons modifié quelques caractéristiques

des questionnaires sélectionnés.
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C.1. Intervalle d'étude

L'intervalle habituel d'étude de trois mois dans le questionnaire original CPQ a été
spécialement élargi a I'année passée pour I'étude de l'impact des maladies rares sur la
qualité de vie.

Il concerne toute I'expérience de vie de l'enfant (de sa naissance jusqu'au jour du
remplissage) pour 'ECOHIS, cela a été conservé.

La période d'interrogation concerne déja I'année passée pour I'OHIP-14 dans sa

version originale, ce qui a été également gardé.

C.2. Difficultés linguistiques

L'aspect transfrontalier du projet global implique plusieurs langues (frangais et
allemand), ainsi que la langue d'origine dans laquelle sont disponibles les questionnaires de
qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire.

S'il n'y a pas de questionnaire validé en frangais disponible, de par la complexité
linguistique, il peut étre difficile dans les questionnaires traduits d'obtenir des items traitant
des mémes idées dans les deux langues et étant fidéles a I'idée de base des items initiaux.

Dans notre étude, le cas se présente pour les questionnaires CPQ et OHIP-14 ou le
choix a été fait de traduire en frangais leurs versions allemandes validées appelées CPQ-
G11-14 (200) en 35 items et OHIP-G (201) en 14 items, plutét que de traduire a partir de
leurs versions anglaises originales (voir Annexe 7, Annexe 8 et Annexe 9).

Le questionnaire ECOHIS utilisé dans notre étude correspond a la version anglaise

traduite en francais et validée par Li et al. (119) (Annexe 10).

C.3. Tranches d’ages et situation de handicap cognitif

Les questionnaires choisis permettent de dégager trois tranches d'ages pour I'étude

mais il est bien évident qu'il faut nuancer cette information qu'est I'dge du patient en fonction

de sa coopération, ainsi que d'un éventuel handicap cognitif associé a sa maladie rare qui

limiterait ses capacités a répondre a un questionnaire correspondant pourtant a son age.
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Par conséquent, pour notre étude, des patients ont été amenés a répondre a un
questionnaire qui ne correspond pas a leur age réel, mais a un age de patient avec des
capacités de compréhension equivalentes.

Par ailleurs, comme notifié sur les questionnaires et en particulier pour I'ECOHIS, les
parents répondent pour leur enfant (avec ou sans son aide) ou s'il y a incapacité de la part

de celui-ci.

lll. Résultats

A.Caractéristiques des participants a I'étude

A la fin de I'étude, nous comptabilisons un total de 86 patients ayant consulté au
Centre de Référence des Maladies Rares des Hépitaux Universitaires de Strasbourg ayant
accepté de remplir des questionnaires. Ceci a été réalisé sur une période allant du 03/12/13
au 08/10/15.

La répartition par questionnaire de ces 86 patients participants est la suivante :

— 38 patients ont répondu au questionnaire ECOHIS (patients jusqu'a 10 ans),
— 18 patients ont répondu au questionnaire CPQ (patients de 11 a 14 ans),
— 36 patients ont répondu au questionnaire OHIP-14 (patients dés 15 ans).

En effet, sur nos 86 participants, 6 patients ont répondu a la fois au questionnaire
ECOHIS et CPQ.

Le questionnaire OHIP-14 d'un patient a été exclu a cause d'un trop grand nombre
d'items non répondus (13 sur les 14). De plus, les questionnaires remplis par deux patients
présentant un handicap mental associé a leur maladie rare ont également été exclus pour

des raisons d'homogénéité des échantillons de sujets.

Nous avons finalement en notre possession 88 questionnaires exploitables dont la
répartition est la suivante :
— 36 questionnaires ECOHIS,

— 17 questionnaires CPQ,

— 35 questionnaires OHIP-14.
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Suite a un défaut d'information concernant un unique item pour 5 patients, ces items
se sont vus attribuer un score moyen de réponse, ce sont les items Ecohis10, Ecohis12,
Ohip2, Ohip4 et Ohip12.

A.1. Ages moyen, minimum et maximum

L'age moyen des participants a I'étude est de 17,2 ans (écart-type +/- 14,0), le plus
jeune patient étant agé de 2 ans, le plus agé ayant 67 ans. La répartition selon le type de
questionnaire rempli est la suivante :

— pour le questionnaire ECOHIS, I'age moyen est de 7,1 ans (ET +/- 2,6), avec des
ages minimum et maximum respectifs de 2 et 12 ans,

— pour le questionnaire CPQ, I'dge moyen est de 11,6 ans (ET +/- 2,2), avec des ages
minimum et maximum respectifs de 9 et 16 ans,

— pour le questionnaire OHIP-14, I'age moyen est de 30,3 ans (ET +/- 13,9), avec des

ages minimum et maximum respectifs de 14 et 67 ans.

Le choix a été fait de compter chaque questionnaire individuellement et de ne pas
sélectionner uniquement un seul des deux fournis par les patients ayant rempli deux
questionnaires différents. Ce double remplissage s'explique par un age situé a la limite entre
les tranches d'ages des deux questionnaires.

De plus, comme détaillé précédemment, certains patients se sont vus attribuer un
questionnaire non pas uniquement d'aprés leur age mais plutét en fonction de leurs
capacités a y répondre, ce qui explique que certains patients se retrouvent dans une
catégorie différente que celle correspondant strictement a leur age.

Par exemple, 4 patients sur 36 ayant rempli le questionnaire ECOHIS ont un age a
peine supérieur a la tranche d'age cible du questionnaire, c'est-a-dire supérieur a 10 ans.

2 patients ayant rempli le questionnaire CPQ ont un age a peine supérieur a la
tranche d'age cible du questionnaire, c'est-a-dire supérieur a 14 ans.

8 patients ayant répondu au questionnaire CPQ sont plus jeunes d'un a deux ans par
rapport a la catégorie d'age du questionnaire au moment du remplissage.

Une patiente agée de 14 ans a répondu au questionnaire OHIP-14.
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A.2. Sex-ratio homme/femme

Sur les 88 participants retenus de I'étude, la répartition par sexe est la suivante : 41

hommes pour 47 femmes, soit un sex-ratio homme/femme global de 0,87.

Par questionnaire, la répartition homme/femme est la suivante :
— questionnaire ECOHIS : 23 gargons pour 13 filles, soit un sex-ratio de 1,77,
— questionnaire CPQ : 7 gargons pour 10 filles, soit un sex-ratio de 0,7,
— questionnaire OHIP-14: 11 hommes pour 24 femmes, soit un sex-ratio de 0,46

(Figure 1).

MNombre d'hommes et de femmes participant & I'étude. Nombre de gargons et de filles participant a I'etude.
Ensemble des participants. ECOHIS {jusqu'a 10 ans)

B Hommes m Gargons

B Femmes mFilles

Nombre de gargons et de filles participant & 'étude. Nombre d'hommes et de femmes participant a 'étude.
CPQ (1114 ans) OHIP-14 (dés 15 ans)

B Garcons B Hommes

m Filles ®Femmes

Figure 1 : Répartition par sexe et par tranche d'adge des participants a l'étude.

A.3. Maladies rares rencontrées

Au sein de cet échantillon de 88 patients, la répartition par grand groupe de maladie

rare peut étre résumee par la Figure 2 suivante :
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Amélogenése imparfaite
Oligo/hypodontie non syndromique
Ostéogenese imparfaite (+/- Dl ou Al associée)
Dentinogenése imparfaite
Al et syndrome associé
Dysplasie ectodermique hypohidrotique (DEH)
Dysplasie ectodermique liée au chromosome X (DEX)
Fente labio-palatine isolée
Fente labio-palatine + agénésie
Syndrome de Cockayne
Oligo/hypodontie + autre anomalie
Dysplasie dentinaire type |
Syndrome de Gougerot-Sjogren
Incontinenta Pigmenti
Syndrome d'Ehlers-Danlos
Syndrome CHARGE
Hyperdontie non syndromique
Syndrome d'Hllis-Van Creveld
Dysostose cléido-cranienne
Syndrome du 1er arc branchial

Syndrome de Sturge-Weber
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Figure 2 : Répartition des patients de I'étude selon leur type de maladie rare.

L'échantillon de patients de notre étude pilote est constitué de personnes souffrant

patients sélectionnés pour I'étude.

Les anomalies bucco-dentaires et/ou maladies rares retrouvées chez les patients

pour les besoins de I'étude selon qu'elles soient des :

anomalies bucco-dentaires syndromiques (n = 60),

anomalies bucco-dentaires dites isolées (n = 28).
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de diverses pathologies avec manifestations bucco-dentaires, certaines sont encore plus
rares que d'autres fréquemment rencontrées au CRMR-O-RARES de Strasbourg. On
observe en effet, que le groupe des amélogenéses imparfaites et que les agénésies

dentaires non syndromiques sont les anomalies le plus fréquemment retrouvées chez les

etant de manifestations et de gravité variées (8), c'est pourquoi nous les avons regroupées



Par ailleurs, il a aussi fallu regrouper nos patients par grandes catégories

d'anomalies bucco-dentaires, d'aprés la classification proposée dans les annexes 1,2 et 3 :

— catégorie 1 : anomalies dentaires de structure (n =43) :
— amélogenéses imparfaites « isolées » (hypominéralisées et/ou hypomatures et/ou
hypoplasiques),
— amélogenéses imparfaites associées a d'autres grands syndromes (syndrome de
Jalili, maladie de Crohn),

— dentinogenéses imparfaites « isolées »,
— dysplasies dentinaires (type I),
— ostéogenéses imparfaites (associées ou non a des dentinogenéses ou

ameélogenéses imparfaites),

— catégorie 2 : anomalies dentaires de nombre, forme, taille (n = 37) :
— hypodonties ou oligodonties provenant d'agénésies dites isolées,
— hypodonties et autres manifestations,
— hyperdontie isolée,
— dysplasies ectodermiques hypohydrotiques autosomiques (DEH),
— dysplasies ectodermiques liées au chromosome X (DEX),
— Incontinenta Pigmenti,
— dysostose cléido-cranienne,
— syndrome de Cockayne,
— syndrome CHARGE,

— fentes labio-palatines associées a des anomalies dentaires de nombre,

— catégorie 3 : anomalies dentaires de position/éruption (n = 2) :
— syndrome d'Ellis-Van Creveld,

— syndrome de Sturge-Weber,

— catégorie 4 : anomalies des tissus de soutien et de l'environnement buccal
(tissus parodontaux, salivaires, osseux etc.) (n =6) :

— syndrome du premier arc branchial (ou microsomie hémi-faciale),
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— syndrome d'Ehlers-Danlos,
— fentes labio-palatines (complétes ou partielles) isolées,

— syndrome de Gougerot-Sjogren.

B.Analyse statistique

B.1. Hypothéses nulles

Plusieurs possibilités d'interprétation des réponses faites aux questionnaires s'offrent
a nous pour quantifier I'impact éventuel des manifestations bucco-dentaires associées aux
maladies rares dont sont atteints nos patients.

L'hypothése nulle principale est que les manifestations bucco-dentaires associées
aux maladies rares n'ont pas d'impact sur la qualité de vie, I'nypothése principale a tester est
que les manifestations bucco-dentaires des maladies rares ont un impact sur la qualité de
vie des patients.

Mais on cherche plus particulierement a savoir si le sexe du patient, ainsi que le type
d'anomalies bucco-dentaires et son éventuelle association a un syndrome a une influence

sur cette perception d'impact.

En plus d'une analyse des résultats par grandes catégories d'anomalies bucco-
dentaires, nous avons choisi de nous intéresser a deux anomalies de structure
régulierement trouvées chez les patients atteints de maladies rares a manifestations bucco-
dentaires, a savoir les amélogeneses imparfaites et les dentinogenéses
imparfaites/dysplasies dentinaires.

En effet, la décision de se focaliser sur ces familles d'anomalies a été dictée par le
fait que, si ces anomalies sont bien classifiées au sein de la méme grande catégorie, elles
présentent des manifestations cliniques qui sont assez éloignées et les patients atteints
n'éprouvent pas forcément les mémes symptomes.

C'est pourquoi nous voulons comparer les scores aux questionnaires de nos
participants atteints de l'une de ces pathologies. Pour cela, nous avons pris en compte les
patients souffrant d'amélogenéses imparfaites et de dentinogenéses « isolées » mais aussi
ceux ou ces anomalies sont en association avec un syndrome, soit 26 patients

« amélogenéses imparfaites » (Al) pour 8 patients « dentinogenéses imparfaites » (Dl).
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On cherche enfin a évaluer si nos patients rapportent un type d'impact particulier sur
leur qualité de vie. Le nombre d'item n'étant pas identique pour chaque type d'impact, il a
fallu calculer un score moyen répondu pour chaque catégorie (par exemple, pour la
catégorie « limitations fonctionnelles et douleur » de I'ECOHIS, les réponses des 4 items
ont été additionnées puis divisées par 4), ceci dans le but de comparer les différents

impacts.

B.2. Test des variances et test statistique utilisés

Aprés avoir analysé par un test de Ficher, pour chaque questionnaire, la variance,
c'est-a-dire la distribution des scores au sein de chaque catégorie (homme/femme,
syndromique/non syndromique, les quatre grandes catégories d'anomalies bucco-dentaires
et Al/DI), un test de Student est utilisé pour évaluer s'il y a des différences statistiquement

significatives dans les scores de ces différentes répartitions des patients.

Le test de Student est ici plus approprié qu'un test du X? (khi carré) car nous devons
comparer des moyennes (les scores aux questionnaires correspondant aux sommes des
réponses aux items, et les scores moyens correspondant effectivement a des moyennes), le
test du X? étant quant a lui plus approprié pour comparer des proportions et/ou des
pourcentages.

Le test de Student réalisé pour cette analyse a toujours un mode bilatéral (puisqu'il
est a priori impossible de prédire quelle catégorie aura un score plus élevé qu'une autre),
son type est différent si le test de Fisher montre que les variances sont égales ou dites
« homoscédastiques » (p > 0,05), ou si elles sont démontrées inégales (p < 0,05) ou dites

« hétéroscédastiques ».

B.3. Doubles questionnaires

Nous avons choisi de faire une analyse séparée des résultats pour chaque tranche
d'age.
Néanmoins, comparer la distribution des scores de deux questionnaires différents

évaluant la notion de qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire chez un méme patient
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peut nous permettre d'observer si la répartition des scores est similaire et si ces
questionnaires permettent d'identifier les mémes types de problémes, peu importe le test.
Par exemple, les scores moins bons a I'ECOHIS sont-ils aussi les moins bons au CPQ ?

5 patients retenus pour I'étude pilote ont rempli deux questionnaires : a la fois
I'ECOHIS et le CPQ, parmi lesquels un patient présente des scores trés différents entre les
ces deux questionnaires. Ne pouvant savoir si cette variation est due a une mauvaise
compréhension de l'une des versions ou a une sur-estimation de la qualité de vie évaluée
par les parents de ce patient (score ECOHIS = 2/52) par rapport a sa propre évaluation

(score CPQ = 33/140), nous avons préféré I'exclure pour notre comparaison.

Le test de corrélation de Pearson réalisé sur les données des 4 patients restants est
de 0,083, donc tres proche de 1, nous confirmant bien une forte corrélation positive entre les
capacités d'identification d'impact sur la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire des
questionnaires ECOHIS et CPQ.

La méthodologie choisie pour I'analyse statistique de nos résultats a été validée par
les Docteurs Damien Offner et Gabriel Fernandez de Grado, Assistants Hospitalo-

Universitaires a la faculté de Chirurgie Dentaire de Strasbourg.

C. Scores moyens par questionnaire

Pour rappel, les scores des questionnaires utilisés varient de 0 a 52 pour 'ECOHIS,
de 0 a 140 pour le CPQ et de 0 a 56 pour 'OHIP-14.

Le score obtenu aux questionnaires est, comme expliqué plus haut au chapitre
[1.D.1., un indicateur de la sévérité de I'impact des manifestations bucco-dentaires liées aux
maladies rares sur la qualité de vie des patients. En effet, plus le score est élevé, plus
l'impact enregistré est fort, mais sans seuil fixé a partir duquel la différence nette entre
bonne et mauvaise qualité de vie est faite. Le score total ne permet par contre pas

d'identifier l'origine de cet impact.

La Figure 3 ci-dessous montre la distribution des scores moyens par questionnaire et

par sexe des individus ayant participé a I'étude :
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— score moyen a I'ECOHIS de 11,1 (ET +/- 9,5) et respectivement de 11,4 (ET +/- 9,8)
et 10,5 (ET +/- 9,2) pour les gargons et filles,

— score moyen au CPQ de 28,5 (ET +/- 19,2) et respectivement de 33,3 (ET +/- 18,6) et
25,2 (ET +/- 20,0) pour les gargons et filles,

— score moyen a I'OHIP-14 de 17,0 (ET +/- 12,1) et respectivement de 9,9 (ET +/- 7,1)

et 20,3 (ET +/- 12,6) pour les hommes et femmes.

35

30

25

20

Score moyen
15

H Sexe féminin

10
B Sexe masculin

0
ECOHIS (jusqu'a 10 ans) CPQ (11-14 ans)  OHIP-14 (dés 15 ans)

Figure 3 : Scores moyens des participants de I'étude, par questionnaire et par sexe.

On constate que les scores aux questionnaires restent peu élevés par rapport aux
scores maximums possibles, indiquant que les patients participant a I'étude rapportent bien

un impact sur leur qualité de vie mais que celui-ci reste a priori d'intensité modérée.

Il n'est ici pas envisageable de comparer les scores entre questionnaires, malgré un
format de réponse uniformisé, puisqu'en raison d'un nombre d'items, d'une formulation et
contenu des items différents ainsi que d'dges trés différents des patients interrogés,
confronter les scores obtenus et effectuer des tests statistiques sur l'ensemble de la
population d'étude n'aurait aucun sens.

Pour plus de précision et de justesse, il est donc préférable d'effectuer une analyse
séparée des scores obtenus pour les trois questionnaires (et par extension, pour chaque

tranche d'age).
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D. Questionnaire ECOHIS

D.1. Influence du sexe

Nous avons vu précédemment que le score moyen au questionnaire ECOHIS était
de 11,1 sur 52 (ET +/- 9,5) et respectivement de 11,4 (ET +/- 9,8) et 10,5 (ET +/- 9,2) pour
les gargons et filles.

Ce sont les garcons, pour cette tranche d'dge d'enfants jusqu'a 10 ans, qui
rapportent la moins bonne qualité de vie liée a leur santé bucco-dentaire. Cependant,
d'aprés le test de Student (p>>0,05), il n'y a pas de différence statistiquement significative

entre les scores des deux sexes.

D.2. Influence du caractére syndromiquelisolé

Les scores moyens au questionnaire ECOHIS sont respectivement de 10,0 (ET +/-
8,6) pour les patients présentant des anomalies bucco-dentaires isolées (n = 6) et de 11,3
(ET +/- 9,7) pour ceux présentant des manifestations bucco-dentaires en association avec
un syndrome (n = 30).

Chez les enfants de la tranche d'age jusqu'a 10 ans, ce sont donc ceux souffrant de
manifestations bucco-dentaires associées a des maladies syndromiques qui rapportent la
moins bonne qualité de vie liée a leur santé bucco-dentaire. Cependant, il n'y a pas de

différence statistiquement significative entre ces deux catégories (p>>0,05).

D.3. Influence du type d'anomalie

Les scores moyens ECOHIS des patients par catégories d'anomalies sont les
suivants :
- 8,7 (ET +/- 8,0) pour les patients atteints d'anomalies dentaires de
structure (catégorie 1, n = 20),
— 18,0 (ET +/- 10,4) pour les patients atteints d'anomalies dentaires de nombre, forme,
taille (catégorie 2, n = 11),
— 5,5 (ET +/- 7,8) pour les patients atteints d'anomalies dentaires d'éruption/position

(catégorie 3, n = 2),
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- 6,0 (ET +/- 1,0) pour les patients d'anomalies des tissus de soutien et de

I'environnement buccal (catégorie 4, n = 3).

Les patients ayant un score au questionnaire ECOHIS le plus élevé et rapportant
donc la moins bonne qualité de vie liée a leur santé bucco-dentaire sont ceux de la catégorie
2, ils sont suivis dans l'ordre par les patients de la catégorie 1, puis 4 puis 3.

Malgré tout, la différence de score est statistiquement significative uniquement entre
les catégories 1 et 2 (p<0,05) et 2 et 4 (p<0,005).

Concernant la comparaison des scores moyens au questionnaire ECOHIS de nos
patients atteints d'amélogenéses imparfaites (Al) et de dentinogenéses imparfaites (Dl), les
résultats sont les suivants :

— le score moyen des patients Al (n = 13) estde 7,9 (ET +/- 7,2),
— le score moyen des patients DI (n = 3) estde 17,3 (ET +/- 8,1).
Ce sont les patients DI qui ont le score moyen le plus élevé, mais la différence n'est

pas statistiquement significative (p>0,05).

D.4. Type d'impact

Comme expliqué au chapitre [ll.B.1., les items n'étant pas identiques en nombre
pour chaque type d'impact, un score moyen par type d'impact a été calculé, ils sont resumés

dans la Figure 4 ci-dessous.

M Limitations
fonctionnelles/douleur
physique

B Limitation du mode de
vie/intégration
Bien-étre psycho-émotionnel
du patient

M Bien-étre psycho-
émmotionnel de la sphére
familiale

 Poids financier

Score moyen par type ditems ECOHIS

Figure 4 : Score moyen a un item ECOHIS selon le type d'impact abordé.
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Les 4 items du questionnaire ECOHIS abordant les limitations fonctionnelles ou la
douleur physique sont les suivants :

— « douleurs aux dents, a la bouche ou a la machoire »,
— « difficultés a boire des boissons chaudes ou froides »,
— « difficultés a manger des aliments »,

— « difficultés a prononcer des mots ».

Le score moyen a un item ECOHIS abordant les limitations fonctionnelles ou la
douleur est ainsi de 1,1 (ET +/- 0,9).

Les 3 items abordant les restrictions d'intégration et/ou du mode de vie quotidien
sont les suivants :

— « manquer la maternelle ou la garderie »,
— « éviter de sourire ou de rire en présence d'autres enfants »,
— « éviter de parler avec d'autres enfants ».

Le score moyen a un item ECOHIS abordant les restrictions d'intégration et/ou du

mode de vie quotidien est en conséquence de 0,6 (ET +/- 0,8).

Les 2 items abordant I'aspect émotionnel et psychique du patient sont les suivants :

— « difficulté a dormir »,
— « irritable ou frustré ».

Le score moyen a un item ECOHIS abordant I'aspect émotionnel et psychique du
patient est dés lors de 0,7 (ET +/- 0,9).

Les 3 items abordant I'aspect émotionnel et psychique de la sphére familiale du
patient sont les suivants :

— « membre de la famille perturbé/bouleversé »,
— « membre de la famille a ressenti de la culpabilité »,
— « membre de la famille a du s'absenter du travail ».

Le score moyen a un item ECOHIS abordant I'aspect émotionnel et psychique de la

sphére familiale du patient est ainsi de 1,1 (ET +/- 1,0).

L'unique item abordant lI'aspect financier patient est le suivant : « impact financier sur

la famille de traitements ou problémes dentaires ».
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Le score moyen a cet item ECOHIS est de 0,4 (ET +/- 0,9).

Les patients ayant répondu au questionnaire ECOHIS rapportent un score plus élevé
et par conséquent, un impact plus important sur la qualité de vie liée a leur santé bucco-
dentaire concernant les limitations fonctionnelles et la douleur, suivi dans I'ordre par l'aspect
émotionnel et psychique de la sphére familiale du patient, puis par l'aspect psychique et
émotionnel du patient, puis par les restrictions d'intégration et/ou du mode de vie et en
dernier lieu par l'aspect financier.

Cependant, la difference de score moyen par item par type d'impact n'est
statistiquement significative qu'entre les types d'impact suivants ;

— limitations fonctionnelles/douleur et restrictions d'intégration et/ou du mode de vie

(p<0,02),

— limitations fonctionnelles/douleur et aspect psycho-émotionnel du patient (p<0,05),
— limitations fonctionnelles/douleur et poids financier (p<0,002),
— poids financier et aspect psycho-émotionnel de la sphere familiale du patient

(p<0,008).

D.5. Prévalence

C'est le pourcentage de patients de la tranche d'adge ayant répondu a au moins un
item du questionnaire ECOHIS par «trés souvent» ou « souvent» (202,203). Cette

prévalence est ici de 52,8%.

E.Questionnaire CPQ

E.1. Influence du sexe

Nous avons vu précédemment que le score moyen au questionnaire CPQ était de
28,5 sur 140 (ET +/- 19,2) et respectivement de 33,3 (ET +/- 18,6) et 25,2 (ET +/- 20,0) pour
les gargons et filles.

Ce sont les gargons, pour cette tranche d'age d'enfants de 11 a 14 ans qui rapportent

le score au questionnaire CPQ le plus élevé et donc une qualité de vie liée a leur santé
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bucco-dentaire moindre. Malgré tout, d'apres le test de Student (p>0,05), il n'y a pas de

différence statistiquement significative des scores entre les deux sexes.

E.2. Influence du caractére syndromiquelisolé

Les scores moyens au questionnaire CPQ sont respectivement de 20,0 sur 140 (ET
+/- 24,3) pour les patients présentant des anomalies bucco-dentaires isolées (n = 5) et de
32,1 (ET +/- 16,7) pour ceux présentant des manifestations bucco-dentaires en association
avec un syndrome (n = 12).

Chez les enfants de la tranche d'age de 11 a 14 ans, ce sont encore une fois ceux
souffrant de manifestations bucco-dentaires associées a des maladies syndromiques qui
rapportent la moins bonne qualité de vie liée a leur santé bucco-dentaire. Cependant, il n'y a

pas de différence statistiquement significative entre ces deux catégories (p>>0,05).

E.3. Influence du type d'anomalie

Les scores moyens CPQ des patients par catégories d'anomalies sont les suivants :

- 30,0 (ET +/- 16,4) pour les patients atteints d'anomalies dentaires de
structure (catégorie 1, n = 9),

— 30,0 (ET +/- 23,7) pour les patients atteints d'anomalies dentaires de nombre, forme,
taille (catégorie 2, n =7),

— aucun patient atteint d'anomalies dentaires d'éruption/position (catégorie 3), I'impact
de ce type d'anomalie ne peut pas étre évalué,

— 9,0 pour le seul patient atteint d'anomalies des tissus de soutien et de

I'environnement buccal (catégorie 4, n = 1).

Les patients ayant un score au questionnaire CPQ le plus élevé et rapportant de ce
fait la moins bonne qualité de vie liée a leur santé bucco-dentaire sont ceux de la catégorie
2, ils sont suivis par les patients de la catégorie 1 avec un score quasiment identique, puis

ceux de la catégorie 4.
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Cependant, d'aprés le test de Student (p>>0,05), il n'y pas de différence
statistiquement significative entre les scores des catégories d'anomalies 1 et 2, et I'effectif de

la catégorie 4 ne nous permet pas de faire une comparaison statistique.

Concernant les scores moyens au questionnaire CPQ de nos patients atteints
d'amélogenéses imparfaites (Al) et de dentinogenéses imparfaites (DI), les résultats sont les
suivants :

— score moyen des patients Al (n = 7) est de 31,0 sur 140 (ET +/- 18,5),
— score du seul patient DI est de 29,0.
Ce sont les patients Al qui ont le score moyen le plus élevé, mais cela n'est pas

statistiquement comparable puisqu'il n'y a qu'un patient DI pour cette tranche d'age.

E.4. Type d'impact

Un score moyen d'item par type d'impact a également été calculé pour le

questionnaire CPQ, ils sont résumés par la Figure 5 ci-dessous.

B | imitations fonctionnelles/douleur
physique

B | imitations du mode de vie
quotidien/intégration
Bien-étre psycho-émotionnel du
patient

B Bien-étre psycho-émtionnel de la
sphére familiale

Score moyen par type ditems CPQ

Figure 5 : Score moyen a un item CPQ selon le type d'impact.

Les 14 items du questionnaire CPQ abordant les limitations fonctionnelles ou la
douleur sont les suivants :

— « restes de repas collés au palais »,
— « mauvaise haleine »,

— « mal aux dents/des douleurs dans la bouche »,
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« plaies dans la bouche »,

« gencives qui saignent »,

« du mal a boire ou manger des repas froids/chauds »,
« du mal a macher des aliments durs »,

« difficultés a ouvrir grand la bouche »,

« difficultés a respirer par la bouche »,

« difficultés a prononcer certains mots »,

« du mal a manger normalement »,

« du mal a manger de la nourriture que I'on aime »,
« du mal a jouer d'un instrument de musique »,

« du mal a boire avec une paille ».

Le score moyen a un item CPQ abordant les limitations fonctionnelles et la douleur

est ainsi de 0,8 (ET +/- 0,5).

Les 9 items abordant les restrictions d'intégration et/ou du mode de vie quotidien

sont les suivants :

« d'autres enfants se sont intéressés aux problémes de ta bouche »,
« ne pas vouloir/pouvoir participer a des activités extrascolaires (sport, théatre ou

associations) »,

« étre ensemble avec d'autres enfants »,

« taquiné/moqué par d'autres »,

« exclus par les autres »,

« éviter de sourire/rire en présence d'autres enfants »,

« manquer l'école »,

« refuser de parler fort/lire a voix haute devant la classe »,
« peur de parler avec d'autres enfants ».

Le score moyen a un item CPQ abordant les restrictions d'intégration ou du mode de

vie quotidien est alors de 0,8 (ET +/- 0,7).

Les 11 items abordant I'aspect émotionnel et psychique du patient sont les suivants :

« rester concentré en classe »,

« irrité/frustré »,
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— « contrarié »,

— « inquiet de ce que les autres personnes pensent »,
— « inquiet d'étre en moins bonne santé »,

— « nerveux/apeuré »,

— « timide/géné »,

— « inquiet a propos de son apparence »,

— « inquiet d'étre différent des autres »,

— « difficultés a dormir »,

— « difficulté a faire les devoirs ».

Le score moyen a un item CPQ abordant le bien-étre psycho-émotionnel du patient
estde 0,9 (ET +/- 0,7).

L'unique item abordant I'aspect émotionnel et psychique de la sphére familiale du
patient est le suivant : « disputes avec la famille ».

Le score moyen a cet item CPQ est ainsi de 0,5 (ET +/- 1,0).

Il n'y a pas d'item dans le questionnaire CPQ abordant I'aspect financier, son impact

sur la qualité de vie ne peut dés lors pas étre évalué via ce questionnaire.

Les patients ayant répondu au questionnaire CPQ rapportent un score plus élevé et
un impact plus important sur la qualité de vie liée a leur santé bucco-dentaire concernant
leur bien-étre psycho-émotionnel, suivi dans I'ordre par les restrictions d'intégration et/ou du
mode de vie, puis par les limitations fonctionnelles et la douleur, et en dernier lieu par
I'aspect émotionnel et psychique de la sphere familiale.

Malgré tout, d'aprés le test de Student réalisé (p>0,05), il n'y a aucune différence

statistiquement significative entre toutes les catégories d'impacts.

E.5. Prévalence

C'est le pourcentage de patients ayant répondu a au moins un item du questionnaire
CPQ par «trés souvent » ou « souvent », elle est de 70,6% pour notre échantillon de

patients.
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F. Questionnaire OHIP-14

F.1. Influence du sexe

Nous avons vu précédemment que le score moyen au questionnaire OHIP-14 était
de 17,0 sur 56 (ET +/- 12,1) et respectivement de 9,9 (ET +/- 7,1) et 20,3 (ET +/- 12,6) pour
les hommes et femmes.

Ce sont les femmes, pour la tranche d'age de patients dés 15 ans, qui rapportent un
score OHIP-14 le plus élevé et donc la moins bonne qualité de vie liée a leur santé bucco-
dentaire. D'aprés le test de Student (p<0,05), il existe bien une différence statistiquement

significative des scores entre les deux sexes.

F.2. Influence du caractére syndromiquelisolé

Les scores moyens au questionnaire OHIP-14 sont respectivement de 13,1 (ET +/-
10,4) pour les patients présentant des anomalies bucco-dentaires isolées (n = 17) et de 20,8
(ET +/- 12,6) pour ceux présentant des manifestations bucco-dentaires en association avec
un syndrome (n = 18).

Chez les patients de la tranche d'age dés 15 ans, ce sont une fois de plus ceux
souffrant de manifestations bucco-dentaires associées a des maladies syndromiques qui
rapportent la moins bonne qualité de vie liée a leur santé bucco-dentaire. Cependant, il n'y a

pas de différence statistiquement significative entre ces deux catégories (p>0,05).

F.3. Influence du type d'anomalie

Les scores moyens OHIP-14 des patients par catégories d'anomalies sont les
suivants :
- 18,9 (ET +/- 12,1) pour les patients atteints d'anomalies dentaires de
structure (catégorie 1, n = 14),
— 14,2 (ET +/- 11,7) pour les patients atteints d'anomalies dentaires de nombre, forme,
taille (catégorie 2, n = 19),
— aucun patient atteint d'anomalies dentaires d'éruption/position (catégorie 3), I'impact

de ce type d'anomalie ne peut pas étre évalué,
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— 31,0 (ET +/- 4,2) pour les patients d'anomalies des tissus de soutien et de

I'environnement buccal (catégorie 4, n = 2).

Les patients ayant un score au questionnaire OHIP-14 le plus élevé et rapportant de
ce fait la moins bonne qualité de vie liée a leur santé bucco-dentaire sont ceux de la
catégorie 4, ils sont suivis dans l'ordre par les patients de la catégorie 1, puis 2. Malgré cela,
d'aprées le test de Student (p>0,05), il n'y pas de différence statistiquement significative entre

les scores de ces catégories d'anomalies.

Concernant les scores moyens au questionnaire OHIP-14 de nos patients atteints
d'amélogenéses imparfaites (Al) et de dentinogenéses imparfaites (DI), les résultats sont les
suivants :

— score moyen des patients Al (n = 6) est de 17,5/56 (ET +/- 9,6),

— score moyen des patients DI (n = 4) est de 27,0 (ET +/- 16,6).
Ce sont les patients DI qui ont le score moyen au questionnaire le plus élevé, mais la

différence n'est encore une fois pas statistiquement significative (p>0,05).

F.4. Type d'impact

Enfin, un score moyen d'item par type d'impact a également été calculé pour le

questionnaire OHIP-14, ils sont résumés par la Figure 6 ci-dessous.

16
14
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]
0,8
0,6
0,4 |
02
0

M Limitations fonctionnelles/douleur
physique

H Limitations du mode de vie
quotidien/intégration

Bien-étre psycho-émotionnel du patient

Score moyen par type ditems OHIP-14

Figure 6 : Score moyen a un item OHIP-14 selon le type d'impact abordé.
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Les 7 items du questionnaire OHIP-14 abordant les limitations fonctionnelles ou la
douleur sont les suivants :

— « du mal a prononcer certains mots »,

— « impression de perte du sens du goUt »,

— « interrompre un repas »,

— « difficultés a consommer certains aliments »,
— « senti incapable de faire quelque chose »,

— « alimentation insatisfaisante »,

— « douleurs au niveau de la bouche ».

Le score moyen d'un item OHIP-14 abordant les limitations fonctionnelles ou la
douleur estici de 1,1 (ET +/- 0,8).

Les 2 items abordant les restrictions d'intégration et/ou du mode de vie quotidien
sont les suivants :

— « impression de vie moins satisfaisante de maniere générale »,
— « mal a poursuivre les activités quotidiennes ».

Le score moyen d'un item OHIP-14 abordant les restrictions d'intégration et/ou du

mode de vie quotidien estde 1,1 (ET +/- 1,1).

Les 5 items abordant I'aspect émotionnel et psychique du patient sont les suivants :

— « difficultés a se détendre »,

— « tendu »,

— « plus irritable »,

— «unpeu géné »,

— « sentiment de géne a cause de problémes avec dents/état buccal/ et/ou prothéses ».

Le score moyen d'un item OHIP-14 abordant le bien-étre psycho-émotionnel du
patient est donc de 1,4 (ET +/- 1,1).

Il n'y a aucun item dans questionnaire OHIP-14 abordant I'aspect émotionnel et

psychique de la sphére familiale du patient, ni I'aspect financier (202). C'est pourquoi

I'impact sur la qualité de vie de ces aspects ne peut pas étre évalué via ce questionnaire.
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Finalement, les patients ayant répondu au questionnaire OHIP-14 rapportent un
score plus élevé c'est-a-dire un impact plus important sur la qualité de vie liée a leur santé
bucco-dentaire concernant leur bien-étre psycho-émotionnel, suivi dans l'ordre par les
limitations fonctionnelles ou la douleur physique, et en dernier lieu par les restrictions
d'intégration et/ou du mode de vie quotidien. Cependant, d'aprés le test de Student réalisé
(p>>0,05), il n'y a aucune différence statistiquement significative entre toutes les catégories

d'impacts.

F.5. Prévalence

C'est le pourcentage de patients ayant répondu a au moins un item du questionnaire

OHIP-14 par « trés souvent » ou « souvent », elle estici de 71,4%.

IV. Discussion

Puisque nous avons présenté ci-dessus les résultats de I'analyse des réponses a
nos questionnaires, nous allons maintenant discuter différents aspects de notre étude pilote.

Nous allons présenter différentes études évaluant la qualité de vie générale et bucco-
dentaire dans des populations spécifiques afin d'argumenter en faveur de la pertinence de
notre étude pilote et de discuter nos résultats (influence du sexe, du caractere
syndromique/isolé de I'anomalie bucco-dentaire, des catégories d'anomalies bucco-
dentaires) et notre méthodologie (limites des questionnaires choisis, période d'étude,

exclusion de patients,...) en les comparant a ceux de ces autres recherches.

A.Pertinence de I'étude

La qualité de vie liée a la santé, et plus particulierement la santé bucco-dentaire est

une problématique actuelle, le grand nombre d'études et de publications a ce sujet en est

une preuve. Malgré tout, peu d'études concernant limpact des maladies rares a

manifestations bucco-dentaires sur la qualité de vie sont disponibles (204).
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En effet, quelques études récentes concernant I'impact sur la qualité de vie en cas
d'hypodontie et oligodontie (isolées ou retrouvées dans le cadre de dysplasies
ectodermiques) ont été réalisées (64,120,205-207), ainsi qu'en cas d'amélogenéses
imparfaites (208), mais la totalité des maladies rares a manifestations bucco-dentaires n'a

pas encore été sujette a des études.

Comme expliqué dans la Partie | au chapitre 11.B., ce sont souvent des études d'une
seule maladie rare et/ou des rapports de cas. Tres peu d'études sont basées sur la collecte
de données au niveau de la population. Il existe des études de cohortes en Ethiopie et au
Royaume-Uni avec un groupe de maladies rares les plus fréquentes telles que les fentes
labio-palatines (209,210). En France par exemple, il y a des données régionales mais a
notre connaissance, pas de base nationale de données a propos des fentes labio-palatines
(211).

Un réseau national des maladies rares a été établi en France au cours des dix
derniéres années. Une étude (13) a été réalisée en France en 2017 dans le but de fournir
des données nationales sur les maladies rares de la téte, du cou et des dents, et d'évaluer le

rapport entre la demande et I'offre de soins en France .

Concernant la collecte de données internationales et standardisées, un organisme a
but non lucratif appelé Consortium International pour la Mesure des Résultats de Santé
(ICHOM) (212), a été crée dans l'objectif de standardiser a une échelle internationale les
mesures et le report des résultats de patients, afin de modifier les systémes de soins de
santé en vue d'une amélioration fonctionnelle et d'une capacité a vivre une vie normale et
productive pour les patients.

lIs ont crée plusieurs ensembles de standards pour les différents systémes pouvant
étre atteints de pathologies et notamment les anomalies congénitales que sont les fentes
labio-palatines et les microsomies cranio-faciales (213,214). De plus, un groupe de travail
ICHOM sur la santé bucco-dentaire est en cours de création.

Un guide de référence ICHOM concernant les fentes labio-palatines est disponible
sur leur site (212). Ce guide regroupe a la fois les définitions pour chaque mesure, les
instruments choisis pour les mesures de résultats rapportés par les patients, les fréquences
et moments de collecte des données ainsi que les facteurs de risques associés.

L'ensemble standardisé « fentes labio-palatines » prend en compte des différences

entre populations de patients.
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Les items abordés sont les suivants :

— poids du traitement et complications : nombre d'interventions (interventions sous
anesthésie générale incluses), complications chirurgicales majeures, réadmissions,

— degré de santé : fonctionnement psycho-social, langage et communication, santé
bucco-dentaire, manger et boire, apparence, poids corporel.

Les items qualité de vie utilisables et proposés par le projet ICHOM sont donc
spécifiques aux ensembles fentes labio-palatines et microsomies cranio-faciales. Toutefois,
les mesures se font grace a des indices spécifiques aux fentes labio-palatines dans certains
cas (cleft-Q scale) mais aussi grace a des indicateurs plus généraux (comme le CAOD et
certains items du COHIP).

En outre, beaucoup d'études sont réalisées auprés d'enfants et adolescents avec
anomalies oro--dento-faciales concernant leur qualité de vie et leur état psychologique, mais

peu d'informations sont disponibles a propos des patients adultes.

A notre connaissance, cette étude pilote est la premiére interrogeant des patients
issus de plusieurs tranches d'ages et comparant a la fois une variété de maladies rares a
manifestations bucco-dentaires via plusieurs questionnaires de qualité de vie bucco-
dentaire. En effet, les autres études ont lieu soit :
— au sein de la méme tranche d'age et comparent par le méme questionnaire :
— des patients atteints de maladies rares a manifestations bucco-dentaires données
a un groupe témoin de patients « sains » (avec demande en soins équivalente ou
non) (64,207,215) ou atteints de maladies rares sans manifestation bucco-dentaire
associée (4),
— des patients atteints de différentes pathologies rares avec troubles bucco-
dentaires, éventuellement avant, puis aprés traitement (181,216),
— au sein de différentes tranches d'ages avec le méme ou plusieurs questionnaires
(71,217),
— au sein de la méme population de patients a manifestations bucco-dentaires,

comparant plusieurs questionnaires (218).
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B.Résultats

Il est compliqué de comparer directement les résultats obtenus a nos questionnaires
a ceux trouvés dans la littérature car premiérement, peu d'études sont disponibles
concernant la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire et ensuite parce que toutes
n'utilisent de loin pas les mémes indicateurs que ceux avons sélectionnés. Par ailleurs, si les
questionnaires ECOHIS, CPQ et OHIP font partie des outils les plus frequemment utilisés, ils
possedent différentes versions avec un nombre d'items varié et donc une amplitude de score
différente. De plus, dans leurs articles, les auteurs ne fournissent pas toujours les scores

moyens qu'ils ont trouvés au cours de leurs études.

Nous allons donc comparer nos résultats a ceux d'études ou les mémes versions de
questionnaires ont été utilisées et les discuterons avec les conclusions de ces mémes
études ainsi qu'avec celles d'études ou d'autres versions et/ou types de questionnaires
qualité de vie générale et liée a la santé bucco-dentaire ont été utilisés chez des patients a

maladies rares bucco-dentaires.

B.1. Scores moyens aux questionnaires

Le score moyen au questionnaire ECOHIS de nos patients est supérieur a ceux
retrouvés dans les travaux de Pahel et al. (68) concernant un échantillon de population
d'enfants de 5 ans, qu'ils n'aient aucune ou jusqu'a plus de 4 dents cariées ou traitées. |l est
également supérieur au score ECOHIS moyen obtenu par Fernandes et al. (117) chez des
enfants de 5 ans présentant des caries dentaires débutantes a sévéres.

Par rapport aux travaux de Thomson et al. (118) évaluant la qualité de vie chez des
enfants avant et aprés traitement de caries précoces sous anesthésie générale, notre score
moyen est équivalent a celui de leurs patients avant traitement, mais est supérieur a celui
apres traitement.

Enfin, Li et al. (119) obtiennent des scores ECOHIS moyens inférieurs au notre au
sein d'un échantillon clinique constitué d'enfants de 0 a 5 ans en attente de soins bucco-

dentaires et dans un échantillon de population constitué de patients jusqu'a 12 mois.
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Notre score moyen au questionnaire CPQ est supérieur a ceux trouvés par Foster
Page et al. (101) dans un échantillon constitué d'enfants de 12 a 13 ans, méme pour ceux
présentant les scores coad les plus élevés et les malocclusions les plus séveres. Notre
score moyen CPQ est aussi supérieur a celui trouvé avec le CPQ-German a 35 items par

Bekes et al. (200) dans un échantillon de population d'enfants agés de 11 a 14 ans.

Enfin, notre score moyen au questionnaire OHIP-14 est supérieur a ceux de tout les
groupes de patients de I'étude de Pousette Lundgren et al. (181). Ces auteurs prouvent que
les scores OHIP-14 sont significativement plus élevés chez des patients avec Al sévéres,
avec MIH a manifestations et symptdmes bucco-dentaires équivalents a ceux retrouvées
dans les Al, et avec fentes labio-palatines (scores les plus élevés chez ces derniers) que
chez le groupe témoin de patients sains.

Notre score moyen OHIP-14 est inférieur au score moyen des patients atteints
d'amélogenéses imparfaites de I'étude de Coffield et al. (219) comparant 30 patients atteints
d'amélogenéses imparfaites a des membres de leur famille servant de groupe témoin. Notre
score moyen est par contre supérieur a celui de leur groupe témoin.

Le score moyen OHIP-14 de nos patients est également supérieur a ceux de
Prescott et al. (218), démontrant que, si la plupart des patients atteints de chérubisme
répondent « jamais ou presque jamais » aux items OHIP-14, ils présentent un score moyen
statistiquement plus élevé que celui du groupe témoin, mais décrivent une qualité de vie liée
a la santé générale identique a celle observable dans une population normale avec le
questionnaire SF-36. C'est également la premiére étude abordant l'ostéointégration et la
réussite du traitement implantaire chez des patients atteints de chérubisme.

Notre score moyen OHIP-14 est supérieur a celui trouvé par John et al. (201) avec la
version allemande de I'OHIP-14 dans un échantillon de population et dans un groupe de
patients avec douleur des articulations temporo-mandibulaires ; ainsi qu'a ceux trouvés par
Lee et al. (220) ayant réalisé une étude comparative de patients de 14 a 45 ans avec et sans
anomalies dento-faciales (fentes labio-palatines exclues). Ces derniers ont observé une
différence statistiquement significative entre les deux groupes avec [I'OHIP-14 et
I'Orthognathic Quality of Life Questionnaire (OQLQ) mais aucune différence avec le SF-36
(santé générale).

Enfin, notre score moyen OHIP-14 est supérieur a ceux trouvés par Shearer et al.
(221) mettant en avant l'importance de l'identification des patients ou groupes de patients

avec une faible qualité de vie, indépendamment des critéres cliniques observés. En effet, un
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enfant avec une mére déclarant une faible qualité de vie a plus de risque de présenter lui

aussi une faible OHRQoL et ce, pour différents niveau de santé bucco-dentaires.

Les conclusions d'études utilisant d'autres outils de mesure de la qualité de vie chez

des patients atteints de maladies rares bucco-dentaires sont présentés ci-dessous.

Des études réalisées par Locker et al. (222) et Wong et al. (205) chez des enfant
atteints d'hypodonties, démontrent un score au CPQ en 37 items plus élevé chez ces
patients par rapport a ceux des patients de la phase de validation du questionnaire (enfants
avec caries dentaires, malocclusions isolées et anomalies oro-faciales). Wong et al., a la
difference de Locker et al., trouvent que ce score est fortement li€ au nombre de dents
absentes (en prenant en compte les dents lactéales maintenues sur l'arcade suite a
I'agénésie de la dent permanente correspondante).

Laing et al. (215) ont comparé, a l'aide du questionnaire CPQ a 37 items, des
patients avec hypodonties a des patients contrdles présentant des malocclusions et les
mémes besoins en soins, et ont trouvé que les agénésies n'affectent pas d'avantage la
qualité de vie.

Grace au questionnaire CPQ en 16 items, Kotecha et al. (207) ont observé un impact
bucco-dentaire significativement plus élevé chez les patients avec hypodonties par rapport
aux patients témoins (mais avec des malocclusions et un besoin en soins moins importants).

Hashem et al. (208) ont démontré que les adultes souffrant d'hypodonties rapportent
des scores significativement plus élevés pour 6 des 7 domaines du questionnaire OHIP a 49
items et pour leurs scores totaux, par rapport au groupe témoin. Ces auteurs ont également
trouvé un score significativement plus élevé des adultes souffrant d'Al par rapport au méme
groupe témoin concernant 4 domaines sur les 7 de I'OHIP-49 et pour leurs scores totaux.
L'impact est plus fort pour les patients Al par rapport aux patients atteints d'hypodonties. Ces
auteurs n'ont pas pu prouver que l'estime de soi était significativement affectée. Mais les
scores moyens de Rosenberg de leur étude pour I'nypodontie et Al sont supérieurs a ceux
retrouvés dans des études sur des patients avec des malformations oro-faciales (comme les
fentes labio-palatines) ou avec des maladies de peau inesthétiques (telles que l'acné
sévere) (223,224). Leurs résultats sont en accord avec une étude (225) portant sur I'estime
de soi et la dépression dans un groupe de patients opérés par chirurgie orthognathique pour

une malocclusion de classe Il et un over-jet supérieur a 4mm. Cette étude ne démontre pas
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de différence statistiquement significative de l'estime de soi avant et aprés opération. De
plus l'estime de soi a été montrée comme inférieure entre jumeaux avec et sans fentes
labio-palatines, mais sans différence statistiquement significative (223), tout comme I'étude
de Coffield et al. (219) comparant des patients Al a des membres de leur famille, les patients
Al ayant une estime d'eux-méme a peine inférieure. Ces résultats sont a interpréter avec
tact car il est possible que les hypodonties et Al n'aient pas d'impact sur 'estime de soi, ou
que ce soit plutdt I'échelle de Rosenberg utilisée dans ces études qui n'est pas assez
précise pour percevoir une modification de l'estime de soi des patients avec anomalies
bucco-dentaires, sauf dans des cas de malformations faciales sévéres.

L'étude de Hvaring et al. (64) est la premiere a confirmer que I'lODP-CS est plus a
méme que sa version générique de différencier des adolescents avec hypodonties et des
patients atteints de malocclusions avec des besoins de traitement orthodontique similaires.
Le score IODP-CS augmente avec une localisation antérieure des hypodonties, avec une
localisation antérieure et maxillaire et pour des hypodonties plus séveres. Une corrélation
significative a été trouvée entre une hypodontie antérieure relative et absolue et un impact
bucco-dentaire sur l'alimentation et la capacité a parler, mais il n'y a pas de corrélation avec
le nombre de dents manquantes, tout comme dans I'étude de Locker et al. (222). Les
patients du groupe avec hypodonties déclarent une fréquence de consultations bucco-
dentaires plus élevée, évaluent leur santé bucco-dentaire moins bonne comparativement
aux autres.

Locker et al. (226) démontrent en 2005 un score au questionnaire CPQ en 37 items
statistiquement plus élevé, de ce fait une qualité de vie moindre, chez les patients souffrant
d'anomalies oro-faciales et/ou cranio-faciales par rapport a ceux atteints de caries dentaires.

Via le COHIP, Broder et al. (227) démontrent en 2014 que, parmi des patients de 7 a
19 ans atteints de fentes labiales et/ou palatines, ce sont ceux pour lesquelles une
thérapeutique chirurgicale est recommandée qui rapportent la plus faible qualité de vie
bucco-dentaire.

Lopez et al. (228) trouvent en 2009 que les patients souffrant du syndrome de
Sjogren-Gougerot rapportent des qualité de vie, générale et liée a la santé bucco-dentaire,
statistiguement moins bonnes via le SF-36 et I'OHIP-49 que leurs contréles sains.

Toupenay et al. (4) démontrent en 2013 via le questionnaire OHIP-14, que les
patients atteints de diverses maladies rares a manifestations bucco-dentaires révélent un

diagnostic plus précoce de leur maladie et une attitude plus positive vis-a-vis des
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chirurgiens-dentistes par rapport aux patients témoins atteints de maladies rares sans
manifestation bucco-dentaire.

Geirdal et al. (124) ont, quant a eux, comparé trois groupes de patients adultes
atteints de chérubisme, d'oligodonties/dysplasies ectodermiques et du syndrome de
Treacher Collins (TCS) via les questionnaires HADS, Cantril’s Self-Anchoring Ladder, test de
Kaasa ainsi que leur qualité de vie liée a la santé avec le SF-36. lls n'ont par contre pas
effectué d'évaluation de 'OHRQoL. lls démontrent que la qualité de vie liée a la santé
générale et la détresse psychologique different selon les conditions génétiques affectant la
sphére oro-faciale, puisque les patients avec chérubisme rapportent une meilleure qualité de
vie globale, plus de satisfaction et de bonheur que les deux autres groupes. Les patients
TCS rapportent le plus faible bien étre, le plus élevé niveau de dépression et la plus pauvre
qualité de vie générale, tandis que les patients oligodonties/dysplasies ectodermiques

rapportent le plus haut niveau d'anxiété et la plus pauvre qualité de vie mentale.

B.2. Influence de la tranche d'age

Puisque nous avons fait le choix d'utiliser 3 questionnaires différents au sein de 3
tranches d'ages correspondant a 3 groupes de patients, nous ne pouvons pas evaluer ici
l'influence de I'age sur la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire. En effet, comparer les
scores obtenus entre les questionnaires nous empécherait d'affirmer que la différence de
score enregistrée provient d'une réelle perception d'amoindrissement de qualité de vie par
les patients les plus agés ou qu'elle est due a la structure et au contenu des questionnaires

en eux-mémes.

Kohli et al. (217) montrent en 2011 que leurs patients atteints de dysplasies
ectodermiques rapportent significativement plus de problémes fonctionnels dans la tranche
d'age 15-19 ans par rapport a ceux de 11-14 ans. Ceci est en accord avec les travaux
d'Anweigi et al. (229) trouvant que l'impact fonctionnel sur la qualité de vie s'aggrave avec
I'age pour les hypodonties non syndromiques.

Mehta et al. (204) démontrent que la détresse émotionnelle est plus élevée chez les
adultes souffrant de dysplasies ectodermiques, mais c'est uniquement leur qualité de vie

générale et non bucco-dentaire qui a été évaluée via le SF-8 (une version raccourcie et
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moins utilisée du SF-36), ou ils trouvent une qualité de vie globalement bonne dans leur
échantillon de patients.
Au contraire, pour Hvaring et al. (64), il n'y a pas de corrélation entre I'age et le score

OIDP dans les groupes de patients avec et sans hypodonties.

De plus, certaines pathologies s'améliorent avec I'age (124), pouvant fausser la
comparaison de la qualité de vie de patients du méme age mais de pathologies ayant des
schémas d'évolution et d'aggravation différents.

Pour illustrer ces propos, une hypodontie relative peut par exemple étre masquée par
I'éruption de certaines dents définitives et le maintien de dents lactéales en place des
définitives absentes, faussant la comparaison avec une pathologie avec plus de symptomes
bucco-dentaires a un age de dentition mixte. Hvaring et al. (64) ne trouvent d'ailleurs pas

d'association entre hypodonties objective et relative, et les scores IODP.

[l faut aussi prendre en compte que les résultats de la qualité de vie bucco-dentaire
selon I'age sont en rapport avec I'avancée d'éventuels traitements et réhabilitations dentaires
prothétiques.

Enfin, la croissance physique et la pression culturelle de se conformer aux idéaux de
beauté entrainent des préoccupations esthétiques tout particulierement chez les adolescents
(230-232), pouvant expliquer une qualité de vie moindre dans cette tranche d'age, surtout si

un traitement est planifié mais ne peut pas encore étre effectué.

B.3. Influence du sexe

Dans notre étude, les individus de sexe féminin rapportent un score moyen
significativement plus élevé et par conséquent, une qualité de vie moindre, par rapport a
leurs semblables masculins pour la tranche d'age correspondant au questionnaire OHIP-14.

Cette tendance des individus de sexe féminin a rapporter des scores plus élevés aux
questionnaires de qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire que ceux de leurs
homologues de sexe masculins est confirmée par plusieurs études, que cela soit dans une
population plus générale (71,233) ou dans une population maladies rares a expression
bucco-dentaire (217,218,229), bien que la différence soit par exemple uniquement

statistiquement significative concernant les problémes émotionnels chez Kohli et al. (217).
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En effet, Broder et al. (227) montrent que les femmes atteintes de fentes labio-palatines ont
tendance a rapporter une plus mauvaise OHQoL par rapport aux hommes, mais qu'en plus,
celle-ci s'aggrave avec I'age contrairement a ces derniers.

L'inversion de cette tendance dans les tranches d'ages correspondant aux
questionnaires ECOHIS et CPQ n'est pas statistiquement significative et peut s'expliquer en
partie par la faible taille de I'échantillon (n = 17) pour le CPQ, mais aussi par le fait qu'elle
correspond aux travaux de Kotecha et al. (207) qui ne notent pas d'influence du sexe chez
des patients de 11 a 14 ans avec le questionnaire CPQ 16 items et ceux de Laing et al.
(215) ne trouvant pas non plus de différence statiquement significative de perception de

I'OHQoL selon le sexe chez des enfants de 11 a 16 ans avec le CPQ a 37 items.

Cette difféerence de scores selon le sexe peut s'expliquer partiellement par une
perception de l'image de soi qui difféere pour les hommes et les femmes (234).

Il faut toutefois prendre en considération les maladies rares de ces patientes par
rapports aux patients puisque la qualité de vie peut étre influencée si la pathologie a des
manifestations globalement plus importantes chez les individus de sexe féminin, ou si les
patientes sélectionnées dans I'échantillon de I'étude ont un tableau clinique plus sévéere que

les hommes comme c'est le cas dans des études portant sur le chérubisme (124,235).

B.4. Influence du caractére syndromiquelisolé

S'il peut paraitre compliqué dans notre étude de comparer les impacts selon les
pathologies car elles ne sont pas toutes suffisamment représentées et les patients
répondant a des questionnaires différents, des études ont déja comparé l'impact sur la
qualité de vie de plusieurs maladies rares a manifestations bucco-dentaires (181), mais
grace au méme questionnaire.

Quant a la différence d'impact liée au caractére syndromique ou non de I'anomalie, il
n'y a actuellement pas, a priori d'étude disponible ayant déja fait cette comparaison pour
affirmer ou confirmer nos résultats, puisqu'elles comparent en général plusieurs pathologies
entre elles ou a un groupe témoin de patients sains, ou différents types d'anomalies bucco-

dentaires en excluant les patients présentant des formes syndromiques.
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B.5. Type d'impact

Concernant leur qualité de vie, nos patients rapportent en priorité des limitations
fonctionnelles et/ou de la douleur physique liés a leurs symptébmes ainsi qu'un bien-étre
psycho-émotionnel réduit. Bien que les différences par type d'impacts ne soient pas
statistiquement significatives, nos résultats sont confirmés par plusieurs autres travaux.

Hashem et al. (208) démontrent en effet que les Al ont des implications
psychologiques et sociales majeures sur la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire. En
développant un questionnaire spécifique aux Al, Parekh et al. (236) démontrent que les
enfants et adolescents avec Al sont aussi bien préoccupés par l'esthétique et la capacité
fonctionnelle que par l'avis et les commentaires d'autres personnes. Les patients Al de
I'étude de Poussette Lundgren et al. (181) associent leur faible qualité de vie a des douleurs
et a leur apparence oro-faciale. Les auteurs ne notent pas d'aggravation de la peur dentaire
des patients Al, ni de perte de confiance envers le soignant aprés traitement par des
couronnes. Par contre, ils trouvent des scores concernant la peur, I'anxiété et I'absence de
confiance (outils CFSS et DBS-R) significativement supérieurs chez les patients avec MIH et
fentes labio-palatines.

Kohli et al. (217) démontrent que les patients avec fentes labio-palatines rapportent
en priorité des impacts sur la qualité de vie liés a leurs symptdmes buccaux-dentaires et a
des problémes émotionnels. De plus, pour Broder et al. (227), les patients avec fentes labio-
palatines pour lesquelles une chirurgie est recommandée rapportent un bien-étre émotionnel
moins bon que les patients sans recommandation chirurgicale. Mais ces mémes auteurs
(237) montrent en 2014 qu'il y a une modulation par des facteurs environnementaux,
sociaux, psychologiques, car la présence d'altérations de I'apparence n'est pas forcément
corrélée a un faible bien-étre chez patients a fentes labio-palatines, le score COHIP étant
positivement corrélé chez les patients conscients d'eux mémes et avec maitrise, et
négativement corrélé aux symptoémes dépressifs.

L'étude de Kotecha et al. (207) démontre que chez les enfants, I'nypodontie impacte
la qualité de vie car elle engendre des limitations fonctionnelles et une réduction du bien-étre
social et émotionnel. Tous les patients a hypodonties de I'étude de Wong et al. (205)
rapportent des symptémes bucco-dentaires et un impact sur le bien-étre social, 88% ont une
limitation fonctionnelle. Ceci est confirmé par I'étude d'Anweigi et al. (229) montrant que
I'hnypodontie non syndromique impacte la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire et que

les limitations fonctionnelles s'aggravent avec I'age. D'aprés Akram et al. (120), les patients
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souffrant d'hypodonties se disent plus anxieux que leurs amis, pouvant s'expliquer par le fait
qu'ils n'endurent pas le méme type de stress: moqueries, taquineries pendant
I'enfance/adolescence dues aux diastémes, manque de dents. lls ont développé un
questionnaire de HRQoL spécifique aux patients atteints d'hypodontie et ont montré qu'avec
ce questionnaire, les patients rapportent plus de difficultés masticatoires que celle révélées
par le CPQ.

Dans I'étude de Hvaring et al. (64), I'OIDP-CS a fortement discriminé les patients
avec et sans hypodontie concernant des problemes de statut émotionnel, de contact social
en rapport avec le fait de montrer les dents, parler et exécuter un travail. L'impact serait plus
percu par ces patients comme étant fonctionnel qu'esthétique, comparé a des malocclusions
séveres qui modifient fortement I'apparence faciale. De plus, les patients avec hypodonties
attribuent comme causes de leurs impacts bucco-dentaires les dents de petite taille et les
diastémes inter-dentaires, des conditions clairement liées a I'hypodontie, soulignant qu'un
poids a une socialisation normale et une fatigue émotionnelle peuvent étre liés au manque
d'un nombre conséquent de dents et suggérant un besoin en traitement particulier dans ce
groupe.

L'apparence physique contribuant a un bien-étre social et a une image de soi
positive, il a été montré que, dans les cas de dysplasies ectodermiques les plus séveéres,
I'aspect édenté de la face peut étre une source conséquente de perturbation psychologique
(238). Selon Pavlis et al. (239), chez les adultes, la qualité de vie générale est plus affectée
par les symptomes de la dysplasie ectodermique et moins par les conséquences sociales et
émotionnelles. Mais ces auteurs lls n'ont pas évalué I'OHRQoL, uniquement la qualité de vie
liée aux maladies de peau associées a la dysplasie ectodermique.

Dans I'étude de Locker et al. (226), les patients souffrant d'anomalies oro-faciales
et/ou cranio-faciales rapportent le plus d'impact concernant les limitations fonctionnelles et le
bien-étre social. D'autres études (240,241) prouvent qu'une qualité de vie déficiente dans les
groupes avec malocclusions sans hypodontie peut aussi donner naissance a des impacts
conséquents sur le fonctionnement psycho-social. Selon Pope et Ward (242), l'insatisfaction
a l'égard de l'apparence faciale des pré-adolescents avec anomalies cranio-faciales est
associée a des problemes de relations avec l'entourage et a une faible estime de soi a
I'échelle mondiale, mais pas a d'autres aspects du concept de soi ou d'autres types de
problémes d'adaptation.

Toupenay et al. (4) démontrent, via le questionnaire OHIP-14, que les patients

atteints de maladies rares a manifestations bucco-dentaires révélent des limitations
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fonctionnelles et un besoin plus élevé en traitement prothétiques, un taux plus élevé de
douleur, de handicap physique et social, d'inconfort psychologique par rapport aux témoins
atteints de maladies rares sans manifestation bucco-dentaire. L'impact est statistiquement
significatif concernant le bien étre social et le handicap psychologique.

Enfin, dans I'étude de Prescott et al. (218), les patients rapportent également des
impacts les plus forts sur leur qualité de vie bucco-dentaire concernant des limitations

fonctionnelles .et une douleur physique.

C. Méthodologie

C.1. Limites des questionnaires utilisés

Les trois questionnaires utilisés dans notre étude proviennent tous de versions

validées et ayant démontré leur fiabilité, ils possédent toutefois quelques défauts et limites.

a. ECOHIS

Le questionnaire ECOHIS est le seul a comporter dans son format de réponse une
proposition « ne sait pas ». Cette possibilité de réponse supplémentaire pourrait influencer la
réponse du patient.

Le questionnaire permet d'aborder l'impact des aspect suivants : symptémes
fonctionnels et douleur, bien-étre psycho-émotionnel du patient, bien-étre psycho-émotionnel
de la sphére familiale, intégration sociale, et poids financier.

L'aspect sphére familiale posséde 3 items, mais ils sont plutdt orientés vers le
ressenti des parents et non vers la perception qu'a I'enfant de I'interaction entre lui-méme et
sa famille, alors que pour tout le reste des items du questionnaire, les parents doivent

évaluer le ressenti du jeune patient.

b. CPQ

Notre questionnaire CPQ posséde 35 items, c'est a priori le plus complet des

questionnaires utilisé dans I'étude. |l concerne des patients dgés de 11 a 14 ans.
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La part d'items concernant les symptoémes fonctionnels est plus importante et ciblée
que dans nos questionnaires ECOHIS ET OHIP-14, de méme pour l'aspect bien-étre
émotionnel et psychique du patient. Par contre, I'aspect sphére familiale n'est abordé que
par un unique item et I'aspect financier n'est quant a lui pas du tout abordé. C'est pourquoi il

est impossible d'évaluer I'impact de ces aspects sur la qualité de vie.

A la fin du questionnaire, il y a par ailleurs, une question concernant le port ou non de
prothéses par le patient (amovibles et/ou fixées). Il parait difficile d'utiliser cette information
avec le faible effectif de patients que nous possédons. De plus certains patients ont annoté
avoir possédé des prothéses mais ne plus en avoir actuellement, ce qu'il serait intéressant

de prendre en compte.

c. OHIP-14

Le questionnaire ne comporte que 14 items, il peut paraitre moins « complet » par
rapport au CPQ.

En effet, cette version ne présente au final que des items qui abordent I'aspect
fonctionnel sur la qualité de vie et le bien-étre psycho-émotionnel et psychique du patient.
C'est pourquoi il nous est impossible avec cette version d'évaluer I'éventuel impact de
manifestations bucco-dentaires sur la qualité de vie via les aspects financiers et le bien-étre

psycho-émotionnel de la sphére familiale.

De plus, au sein de ces catégories on observe une redondance de certains items
concernant le type d'impact abordé, qui peuvent étre interprétés de la méme fagon par le
patient :

— «des difficultés a vous détendre » et « vous sentir tendu »,
— «a cause de problémes avec vos dents/ I'état de votre bouche et/ou vos prothéses,

vous est-il arrivé de vous sentir géné ? » et « avez-vous eu un sentiment de géne a

cause de problémes avec vos dents/ I'état de votre bouche et/ou vos prothéses ? ».

D'autres items, ne sont pas assez précis tels que « vous sentir incapable de faire
quelque chose ». En comparant avec la version originale anglaise (Annexe 6), c'est a priori

les limitations fonctionnelles et/ou physiques qui sont abordées dans cet item, mais il se peut
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que la réponse soit biaisée car aléatoire si la question en francgais n'est pas claire ou mal

comprise pour le patient.

De plus, notre version ne contient plus l'option de réponse « ne sait pas » comme

dans la version validée de I'OHIP-G14, dont elle est traduite.

d. Indicateurs utilisés dans la partie allemande du projet global

A titre informatif, nous présentons ci-dessous les questionnaires utilisés dans la
partie allemande du projet global. Le choix des indicateurs a été fait de la méme maniére
qu'a Strasbourg, puisqu'a I'état de projet, il y a trois questionnaires différents sur la base des
ECOHIS, CPG et OHIP (pour trois tranches d'ages différentes), mais ils différent quant aux
nombre d'items gardés. Un questionnaire supplémentaire a l'attention des parents du patient

quand celui-ci n'est pas majeur a été ajouté.

Le questionnaire 1 comporte 39 items, a l'attention des parents avec des items
concernant :

— l'enfant et sa maladie rare,

— un bilan des expériences avec les soins médicaux bucco-dentaires dans le cadre de
sa pathologie,

— l'expérience des parents avec le Centre des maladies rares,

— l'expérience des parents avec le dentiste traitant/familial,

— le vécu/ressenti et les souhaits des parents vis a vis de la maladie de leur enfant,

— des informations personnelles et familiales (cadre et niveau de vie, profession etc).

Le questionnaire 2a correspond au CPQ 8-10 ans et comporte 25 items
(contrairement aux 13 items avec I'ECOHIS dans notre version frangaise), a I'attention des
parents et concernant des enfants jusqu'a 10 ans et/ou enfants plus &gés ne pouvant pas

répondre au questionnaire de leur &ge a cause d'une situation de handicap mental.

Le questionnaire 2b correspond au CPQ 11-14 ans a 37 items (contrairement aux 35

items dans notre version frangaise), a I'attention d'enfants de 11 a 14 ans, les réponses étant
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a faire avec l'aide des parents. Les items supprimés dans la partie francaise de notre étude
sont ceux abordant :
— une prononciation incompréhensible (redondance avec l'item « prononciation difficile
de certains mots » ?),
— la perte du godt (remplacé par l'item « difficultés pour manger des aliments aimés »),

— l'interruption des repas.

Le questionnaire 2c correspond a I'OHIP et comporte 43 items (contrairement aux 14
items dans notre version francaise), a I'attention des adolescents a partir de 15 ans et des

adultes.

C.2. Utilisation des réponses aux questionnaires

Dans des études (64,202), les auteurs ont fait le choix de transformer les réponses
issues de I'échelle de Likert en des réponses binaires en utilisant le principe suivant :
— sil'item a été répondu par « ne sait pas » ou « jamais » = 0,
— sil'item a été répondu par « de temps en temps », « une ou deux fois », « souvent »
ou « trés souvent » = 1.
Pour notre étude, nous avons préféré garder les réponses issues de I'échelle de
Likert, car cette simplification entrainerait ici une « perte » d'informations et de précision
puisque I'on souhaite quantifier I'impact, comparer des scores et identifier son type, non pas
uniquement démontrer qu'il y a bien un impact, ce qui est déja implicitement supposeé.
Pour enregistrer la sévérité de l'impact, c'est-a-dire le nombre d'items ou il a été
répondu par « trés souvent » ou « souvent », cela peut se faire par observation du score :

plus il est élevé, plus la sévérité l'est.

C.3. Enregistrement d'informations annexes
[l aurait peut-étre été judicieux d'enregistrer de facon systématique et standardisée

des informations démographiques de base telles que le lieu d'habitation, I'age, le sexe, la

situation familiale, la profession et/ou le niveau d'étude, le niveau socio-économique etc.
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pour tous les patients de I'étude afin de savoir si le groupe de patients est représentatif de la

population générale (des patients de milieu socio-économique favorisé uniquement, ou avec

un accés moins limités aux soins par exemple) et d'évaluer si ces critéres ont un impact sur
la perception de la qualité de vie (60,64,181,202,206,215,218).

Bien que nous possédons certaines des informations plus précises parmi les

suivantes, nous n'avons pas systématisé l'enregistrement de celles-ci, alors qu'elles

pourraient éventuellement influencer la qualité de vie :

le nombre de consultation de prévention bucco-dentaire par an,

la fréquence des visites de contréles bucco-dentaires et/ou le nombre de rendez-vous
au Centre de Référence. Par exemple, par rapport au groupe témoin avec
malocclusions, les patients avec hypodonties de I'étude de Hvaring et al. (64)
déclarent une fréquence de consultations bucco-dentaires plus élevée. Mais cela est
peut-étre plus lié a la nécessité d'une surveillance plus attentive de visites pour
traitements coordonnés a I'age. En effet, pour I'nypodontie le programme de rendez-
vous dépend notamment du nombre de dents, de leur position et de la chronologie du
traitement prothétique, alors qu'en cas de malocclusions la chronologie et le nombre
de séance pour le traitement orthodontique sont souvent bien définies. Les patients
de notre étude pilote sont a un age ou ils ne sont pas encore forcément entrés dans
I'engrenage de tous ces soins.

le type de soins réalisés,

la distance par rapport au Centre de Référence,

des mesures cliniques dentaires (CAOD/caod, IOTN, débit salivaire) et photographies
extra et/ou intra-orales,

I'évaluation de la perception de la douleur via une échelle visuelle analogique (EVA),
I'ethnie/origine géographique : la prévalence des maladies rares peut varier en
fonction des groupes géographiques. La prévalence IODP générique obtenue parmi
les patients avec et sans hypodontie est par exemple plus élevée que celle rapportée
parmi des patients d'age similaire en Tanzanie et au Royaume-Uni, similaire a celle
rapportée en Ouganda et que ceux rencontrés chez les patients norvégiens autour de
16 ans (243) et plus basse que celle rapportée en Thailande et au Brésil (108,244—
247).
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C.4. Effectif

Au sein des trois catégories d'ages de patients de I'étude, nous obtenons des
différences de scores aux questionnaires qualité de vie concernant le sexe du patient, la
catégorie d'anomalie bucco-dentaire et le type d’impact.

Néanmoins, peu de différences notées sont statistiquement significatives. En effet, le
nombre de patients classés dans la catégorie d'anomalies bucco-dentaires correspondant
aux anomalies dentaires d'éruption/position (n = 2) ne nous permet par exemple pas
d'évaluer s'il y a ou non une différence statistiquement significative.

[l faudrait alors compléter cette étude préliminaire par des études avec des effectifs
plus importants pour confirmer ou réfuter ces résultats et identifier plus précisément les

types d'impacts les plus fréquemment rencontrés.

C.5. Doubles questionnaires

Pour certains patients présentant une situation de handicap mental pouvant limiter la
réalisation de fagon autonome du questionnaire correspondant a leur age réel, un second
questionnaire d'une tranche d'age différente a été donné. Le patient remplit soit lui-méme les
deux questionnaires, soit I'un des deux et ses parents remplissent le second.

Malheureusement, ce double remplissage n'a pas été systématiquement réalisé pour
tout les patients en situation de handicap mental. En effet, si certains ont rempli deux
questionnaires différents, d'autres ont rempli uniquement un questionnaire d'une catégorie
d'age inférieure.

Cette situation a pu voir le jour dans cette phase d'étude pilote car la situation n'avait
pas été anticipée. Il faudrait, par conséquent, procéder de facon identique pour tous les
patients (second questionnaire systématique en cas de handicap mental suspecté, en cas
d'age pouvant correspondre a la limite de deux catégories).

Dans notre étude, nous avons finalement choisi de considérer le second
questionnaire comme un questionnaire supplémentaire afin d'augmenter artificiellement la
taille de nos échantillons puisque nous n'avons pas compare les tranches d'ages entre elles.
Nous aurions pu décider de ne compter au final que le questionnaire « le plus simple » ou

méme d'exclure les deux questionnaires dans le cas ou les réponses sont trop différentes.
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C.6. Groupe témoin

Dans notre étude nous avons fait le choix de comparer entre eux nos patients
atteints de maladies rares a manifestations bucco-dentaires, selon différents critéres
(sexe,caractere isolé ou syndromique des anomalies, type d'anomalies), sans les comparer
a un groupe témoin de patients a maladies rares sans manifestation bucco-dentaire ou sains
avec besoins en soins (Iésions carieuses, malocclusions dentaires).

C'est pourquoi il est impossible d'évaluer si nos patients subissent une détérioration
plus forte de leur qualité de vie du fait de leurs manifestations bucco-dentaires et s'ils ont
une demande en soins augmentée par rapport a une population générale.

Dans les prochaines études, il faudrait déterminer I'éventuel groupe témoin en
fonction de ce que I'on souhaitera démontrer : un impact différent selon le type de pathologie

rare, ou un impact supérieur par rapport a des patients sains ?

En effet, Anweigi et al. (229) n'ont pas utilisé de groupe témoin, car ils ont évalué la
corrélation entre le score OHIP-49 de jeunes adultes a hypo/oligodonties et le nombre de
dents manquantes et la corrélation entre la localisation des agénésies et un impact
psychologique, comparant les caractéristiques de leurs patients maladies rares.

Si les études de qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire chez patients avec
hypodonties montrent des impacts chez tous les patients, celles comparant par exemple les
patients avec hypodonties a des groupes témoins sains ou avec des malocclusions de
niveau moindre (IOTN et DHC de niveau 2-3) montrent que le groupe a hypodonties
rapporte considérablement plus d'impacts psycho-sociaux (207,208). Chez Hvaring (64), le
groupe témoin est sans hypodontie mais avec un taux comparable de morbidité orale plutét
qu'une classe | d'Angle idéale, expliquant partiellement le peu de différences constatées
avec I'lODP générique.

Enfin, d'aprés les travaux de Long et al. (60), les enfants atteints de fentes labio-
palatines rapportent un score COHIP et un score d'auto-évaluation du langage
significativement moins bons que les patients du groupe témoin, cette différence est d'autant

plus marquée s'il n'y a eu aucun traitement chirurgical.
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C.7. Méthode de remplissage des questionnaires et patients cibles

Il faut tenir compte de la méthode de remplissage du questionnaire : a-t-il été
complété seul, avec l'aide des parents, d'un examinateur neutre (71,173,212), a-t-il été fait a
domicile (181,208), au centre de référence, au téléphone ? Dans le projet ICHOM (212),
certains questionnaires se réalisent en ligne, il faut que les patients puissent y avoir accés et
y pensent. A I'avenir, il faudrait utiliser la méme méthode pour tous les patients car cela peut
avoir une influence par rapport a d'autres méthodes. Sinon, il faudrait recenser les
différentes méthodes utilisées pour pouvoir évaluer une éventuelle influence entre elles.

Nous avons défini des questionnaires par catégories d'ages pour chaque patient.
Pourtant, certains patients a cheval sur deux catégories d'ages ont rempli deux
questionnaires, ou ont rempli celui d'une catégorie inférieure ou supérieure. Le CPQ 11-14 a
démontré sa validité chez des enfants plus jeunes (71), il n'y a dés lors pas de souci par
rapport aux réponses de nos 8 patients 'ayant utilisé bien qu'agés de moins de 11 ans.

Nous avons autorisé les parents a répondre a la place ou en plus du patient en cas
de situation de handicap physique et/ou mental compliquant la réalisation par le patient
uniquement (ou pour la catégorie d'age la plus jeune si I'enfant le souhaitait).

[l aurait probablement fallu systématiser un questionnaire pour les parents également
peu importe I'age du patient, ou clairement décider que pour la catégorie de patients les plus
jeunes, tous doivent remplir avec/sans leurs parents (181).

Par exemple, dans les mesures standardisées des fentes labio-palatines du
programme ICHOM (213), selon le point-temps spécifique, c'est-a-dire pour certains ages du
patient, des questionnaires sont a réaliser par le patient lui-méme mais également par ses
parents.

Il serait alors intéressant de s'interroger sur I'dge a partir duquel demander
uniquement au patient de remplir le questionnaire et savoir si cela ne constituerait pas un
biais d'interprétation du ressenti du patient s'il ne peut s'exprimer, comme le fait de remplir
en présence d'un parent pourrait fausser la réponse du patient.

Il a été prouvé que parents et enfants ne partagent pas toujours le méme point de
vue concernant la qualité de vie et leur santé bucco-dentaire (248), c'est pourquoi les
rapports par procuration ne représentent pas la réalité des expériences de I'enfant et doivent
étre utilisées en complément de I'évaluation par I'enfant. L'enfant devrait étre la premiéere
source d'informations concernant sa qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire
(562,107,249-251). Ceci est confirmé par I'étude de Kohli et al. (217) ou les parents et
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proches ont tendance a surévaluer l'impact par rapport a leur enfants (scores plus éleveés,
mais différence statistiquement non significative).

A contrario, Kotecha et al. (207) trouvent une faible corrélation entre 'OHRQoL
rapportée par les parents (via le P-CPQ) et celle directement rapportée par I'enfant (via le C-
CPQ).

C.8. Exclusion de patients

La plupart des études excluent de l'analyse les patients avec pathologies
systémiques associées ou syndromiques (60,64,120,121,215,218,229), ou dont le diagnostic
n'est pas certain (124,181). Comme expliqué précédemment, I'un des buts de notre étude
étant d'évaluer et de comparer l'impact sur la qualité de vie de manifestations bucco-
dentaires isolées et syndromiques, il parait évident qu'exclure des patients répondant a ces
critéres n'est pas judicieux, mais il aurait peut-étre fallu apparier les patients par groupes de
manifestations équivalentes syndromiques et isolées pour une meilleure comparaison.

Par contre, nous avons exclu les questionnaires de deux patients présentant un
retard de développement psychique associé a leur maladie rare pour des raisons
d'homogénéité des catégories d'ages.

Nous avons gardé les autres patients, indifféremment de leur avancée dans des
traitements et soins bucco-dentaires pouvant améliorer l'esthétique et supprimer la géne
fonctionnelle et/ou les douleurs, entrainant possiblement une amélioration de la qualité de
vie par une diminution de l'anxiété et une meilleure intégration sociale (176,181,206,230)
comparés aux patients n'ayant pas encore commencé des soins en rapport avec leurs
anomalies bucco-dentaires.

Par exemple, dans I'étude de Geirdal et al. (124), la plupart des patients TCS ont fini
leur traitement chirurgical. Il a été prouvé que cela a une influence psychosociale positive
(230). C'est pourquoi, dans certaines études, le choix a été fait d'exclure les patients en fin
de traitement (208) ou ayant déja bénéficié de certains traitements (181,215) (restaurations
composites, traitements orthodontiques).

La qualité de vie n'a pas été évaluée chez les patients de moins de 16 ans dans
I'étude de Prescott et al. (218). Or, nombre d'adultes atteints de chérubisme se rappellent
avoir été significativement affectés plus jeunes par leur état et les traitements et beaucoup

d'enfants ont des maladies séveres qui peuvent influencer fortement leur vie quotidienne.
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Ceci est appuyé par I'étude de Von Wowern et al. (235) relatant que malgré les dents
manquantes, les patients atteints de chérubisme obtiennent une dentition fonctionnelle aprés
des soins conservateurs et chirurgicaux et ne se plaignent alors pas de ce manque dentaire.

L'étude de Meaney et al. (206) faite chez des patients avec hypondonties, a
différents stades de traitements, montre que chez ces patients, un retard dans les
traitements peut entrainer une frustration, car ils sont souvent réalisés a I'age adulte ou dans
I'adolescence bien que les agénésies soient diagnostiquées précocement. D'apres leurs
recherches, le réle des patients dans la décision de traitements change de maniére
significative a mesure qu'ils passent de l'enfance a I'dge adulte. Les participants expriment
un mécontentement face au manque de communication avec les services dentaires au cours
de l'adolescence, moment ou ils deviennent plus conscients de leur état de santé, entrainant
des préoccupations quant a leur apparence et un impact sur leur bien-étre psychosocial.

De plus, des conditions pathologiques ou psychologiques peuvent affecter I'attitude
des patients envers les chirurgiens-dentistes et les soins de santé bucco-dentaires (252).
Les patients avec une opinion dentaire favorable et durable ont un meilleur état bucco-
dentaire et rapportent une meilleure santé bucco-dentaire que ceux avec des opinions moins
bonnes. Des expériences antérieures de douleurs ou un bien-étre global mauvais sont donc
des facteurs pouvant influencer les attitudes de ces patients envers le chirurgien-dentiste
(253).

C.9. Questionnaires a réponses manquantes

Nous n'avons exclu de notre étude qu'un questionnaire OHIP-14 ou 13 des 14 items
étaient sans réponse. Il n'y a pas eu d'autre questionnaire avec plus d'une réponse
manquante (ou avec doubles réponses non discernables). Cependant, nous n'avons pas
défini a partir de quel pourcentage d'items non répondus un questionnaire serait a exclure
de I'étude.

Pour I'OHIP-14, Locker et al. (202) ont par exemple décidé d'exclure de leur analyse les
questionnaires pour lesquels il manque au moins deux réponses, Pousette Lundgren et al.

(181) ont quant a eux exclu les questionnaires dés 5 réponses manquantes.

Pour les items restés sans réponse ou doubles réponses non discernables, nous

avons également fait le choix de leur attribuer un score correspondant a la moyenne des
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scores répondus aux autres items chez le patient en question, comme cela a déja été fait
dans d'autres études (181,202,217).

C.10.Période d'étude et fréquence des mesures

Pour notre étude, nous avons fait le choix d'étendre la période des questionnaires
utilisés a I'année écoulée sauf pour 'TECOHIS ou I'ensemble de la vie des jeunes patients est
interrogée, comme cela a été fait dans I'étude de Tsakos et al. (122).

Ce choix a été effectué dans le but de potentialiser I'enregistrement d'éventuels
impacts qui ne se réaliseraient pas avec une fréquence élevée ou de fagon assez réguliere
pour les mettre en évidence sur une période d'étude courte, di a la courte expérience de vie
des jeunes patients. Elargir la période d'interrogation & I'ensemble de la vie du patient nous
permet a priori de savoir s'il a eu un impact au cours de la vie, alors qu'a une période

donnée ou actuellement, l'impact pourrait étre nul.

Pour Foster Page et al. (71), la période d'étude correspond aux 4 derniéres
semaines pour le CPQ 8-10 ans et CPQ 11- 14 ans. Le premier obtient un score plus haut
que celui de 11-14 ans pour les mémes enfants questionnés.

Hvaring et al. (64) ont, quant a eux, élargi l'intervalle pour leur étude aux 6 derniers
mois pour le questionnaire OIDP.

Cependant, il a été démontré que les jeunes enfants n'ont pas la notion précise du
temps (7 jours ne signifie par grand chose) et qu'il est compliqué pour eux de se souvenir
d'une période temps supérieure a quelques mois (248,254,255).

Pour les adultes la période d'évaluation semble ainsi pouvoir étre élargie a une
année compléte, néanmoins elle devrait a priori étre maintenue aux 3 derniers mois pour les
enfants, tout particulierement pour la tranche d'age la plus basse si c'est une auto-évaluation

de la qualité de vie et non une évaluation rapportée par les parents.

Dans le programme ICHOM (212,213), selon les criteres a évaluer, des ages
spécifiques de réalisation des mesures sont mis en place mais, comme indiqué dans le
guide de références, ce sont des recommandations données a titre indicatif. Selon les pays,
la période de mesure peut étre difféerente : au départ et en cours d'étude (facteurs

démographiques tels que sexe, ethnie, profession des parents), 3 mois : +/- 2 semaines, 5
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ans :4-6 ans, 8 ans : 8-9 ans, 12 ans : 10 a 12,5 ans, 22 ans : 22 ans ou fin de traitement, et
période post-opératoire : 30 jours apres la date de 'opération.
La Figure 7 ci-dessous est un exemple d'illustration de chronologie des mesures

standardisées réalisées dans l'ensemble « fentes labio-palatines » du programme ICHOM.

&
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event (first intervention

doctor’s visit)
* Clinician reported complications measured within 30 days post-op

Figure 7 : Chronologie de suivi des patients de I'ensemble standardisé « fentes labio-
palatines » ICHOM.

Dans notre étude nous n'avons réalisé qu'une unique mesure par patient (parfois
deux si les parents répondent aussi a un questionnaire), a l'inclusion du patient dans I'étude,

les items portant sur I'année écoulée.

Notre étude donne des informations concernant la qualité de vie liée a des états
physiologiques (age, sexe) et pathologiques particuliers, mais la limite de cette étude
transversale est qu'elle ne permet pas de prédire I'évolution de la perception du patient au
cours des années suivantes, avec sa potentielle croissance, maturation, acceptation (212) et
éventuellement aprés des traitements (181,230).

Pour répondre a cette question, il pourrait étre intéressant de proposer des
questionnaires qualité de vie a un méme groupe de patients mais a différents temps et ages

de leur développement.

Des études complémentaires plus ciblées et avec une méthodologie plus
précisément définie seraient nécessaires pour confirmer les résultats que nous avons pu
obtenir lors de notre étude pilote auprés de patients atteints de maladies rares a

manifestations bucco-dentaires.
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CONCLUSIONS

Les maladies rares sont définies en Europe comme étant des maladies touchant
moins d'une personne sur 2000 (1). Cette prévalence correspond en France a plus de 3
millions de personnes concernées, dont 93000 en Alsace (2).

Si plus de 7000 maladies rares différentes ont été identifiées jusqu'a présent, de
nouvelles maladies sont régulierement découvertes.

Bien qu'il existe des maladies rares auto-immunes, d'origine infectieuse (parasitaire,
virale, bactérienne) ou bien tumorale, environ 80% de ces maladies rares ont une origine

génétique (3).

Actuellement, des manifestations bucco-dento-faciales ont été observées dans plus
de 950 maladies rares. Ces anomalies bucco-dentaires, sont, soit dites isolées, soit
associées a d’autres symptdmes dans le cadre de syndromes (3). Elles se regroupent en
grandes catégories : anomalies dentaires de nombre/forme/taille, anomalies dentaires de
structure, anomalies de position/d'éruption dentaires et anomalies des tissus de soutien et

de I'environnement buccal (tissus parodontaux, salivaires et autres).

Méme s'il n'y a pas de définition validée de facon internationale, la plupart des
auteurs s'accordent sur le fait que la qualité de vie d'un individu est une notion
multifactorielle dont la mesure dépend d'aspects physiques, psychologiques, sociaux et
culturels (50,51,53).

Puisque santé et maladie participent a la définition de la qualité de vie, il parait
compréhensible que les patients atteints de maladies rares a expression bucco-dentaire
puissent patir d'une qualité de vie dégradée, conséquence de difficultés de diagnostic, du
manque d’information et de connaissance autour de ces maladies et de leurs symptémes, et
souvent d'absence de solution thérapeutique proposée ou de difficultés d'accés aux soins
(financiéres, géographiques, informations limitées...) (2,5,8).

Ces difficultés ont été a l'origine des plans maladies rares en France et de la
structuration en Centre de Référence/Centre de Compétence et Filiere de santé maladies
rares ; ceci afin d’'améliorer la prise en charge des malades.

Les patients présentant des maladies rares orales et dentaires peuvent rapporter des

génes quotidiennes, liees aux problémes fonctionnels et/ou esthétiques que ces
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manifestations engendrent, mais aussi a leur influence sur I'estime de soi et la vie sociale
(207,219,222,228).

De nombreux outils d'évaluation de la qualité de vie générale, puis dans des
conditions spécifiques de santé, plus particulierement bucco-dentaire, ont été développés et
validés au cours des derniéres décennies, ciblant différentes tranches d'ages et types de

population de patients.

Dans le cadre de ce travail, nous avons choisi d’évaluer la qualité de vie, au travers
d’'une étude pilote, sur une population cible de patients consultant au Centre de Référence
des maladies rares orales et dentaires (CRMR-O-RARES) du Péle de Médecine et Chirurgie
Bucco-Dentaires des Hépitaux Universitaires de Strasbourg, pendant une période allant du
03/12/13 au 08/10/15.

Cette enquéte a été réalisée dans le cadre des programmes transfrontaliers Interreg
IV "Manifestations bucco-dentaires des maladies rares" (2012-2015) et Interreg V RARENET
(2016-2018), cofinancés par I'Union Européenne et le Fonds Européen de Développement
Régional, mettant en collaboration les Centres hospitalo-universitaires de Strasbourg,

Heidelberg, Fribourg et Béle de la région métropolitaine trinationale du Rhin supérieur.

Pour évaluer cette qualité de vie, nous avons retenu en fonction de leur fiabilité, leur
validation, en particulier dans un contexte multi-culturel et linguistique, et en raison de leur
fréquence d'utilisation dans d'autres études publiées dans la littérature, trois questionnaires
mesurant la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire.

Nous avons ainsi choisi le questionnaire ECOHIS en 13 items (Early Childhood Oral
Health Impact Scale) pour des enfants jusqu'a 10 ans, le questionnaire CPQ en 35 items
(Child Perceptions Questionnaire) ciblant des enfants de 11 a 14 ans et le questionnaire
OHIP-14 en 14 items (Oral Health Impact Profile) destiné aux adolescents dés 15 ans et aux
adultes.

Nous avons tenté, en objectif secondaire, de quantifier et préciser les impacts et

influences des différents types d’anomalies bucco-dentaires associées aux maladies rares.
86 personnes ont accepté de participer a cette étude, 6 patients ont rempli a la fois

I'ECOHIS et le CPQ. Sur les 92 questionnaires obtenus, 88 ont été retenus a savoir 36 pour
'ECOHIS, 17 pour le CPQ et 35 pour 'OHIP-14.
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Les prévalences d'impacts sur la qualité de vie, a savoir le pourcentage de
personnes qui répondent trés souvent ou souvent a au moins un item du questionnaire, sont
respectivement de 52,8%, 70,6% et 71,4% pour I'ECOHIS, le CPQ et 'OHIP-14.

Les scores moyens a ces questionnaires, mesurés par la somme des réponses, et
représentant la sévérité de ces impacts, sont respectivement de 11,1/52, 28,5/140 et 17,0/56
pour I'ECOHIS, le CPQ et I'OHIP-14 (ou 52, 140 et 56 représentent les scores maximum
possibles a nos questionnaires).

Concernant la tranche d'age de patients jusqu'a 10 ans et ayant donc répondu a
I'ECOHIS, les individus de sexe masculin rapportent un score moyen plus élevé mais la
différence n'est pas statistiquement significative. Les individus présentant des anomalies
bucco-dentaires en association avec des syndromes rapportent un score moyen au
questionnaire supérieur a celui des patients a anomalies bucco-dentaires isolées, bien que
la difféerence ne soit pas statistiquement significative. De plus, les patients souffrant
d'anomalies dentaires de nombre/forme/taille ont un score moyen statistiquement plus élevé
que les patients présentant d’autres types d'anomalies dentaires. Nous avons en plus pris le
parti de comparer les scores moyens des patients atteints d'amélogenése imparfaites (Al) et
de dentinogenéses imparfaites (DI) dans chaque tranche d'dge. Pour le questionnaire
ECOHIS, ce sont les patients DI qui ont le score moyen le plus élevé, mais la différence
n'est pas statistiquement significative. Enfin, I'impact des anomalies bucco-dentaires sur la
qualité de vie se manifeste en premier lieu dans cette tranche d'age par des limitations
fonctionnelles et/ou des douleurs physiques. La différence entre les types d'impacts n'est

toutefois pas statistiquement significative.

Pour la tranche d'age de patients de 11 a 14 ans et ayant ainsi répondu au CPQ, ce
sont les individus de sexe masculin qui rapportent un score moyen plus élevé, mais de fagon
non significative. Les patients présentant des anomalies bucco-dentaires en association
avec des syndromes rapportent un score moyen au questionnaire supérieur a celui des
patients a anomalies bucco-dentaires isolées, bien que la différence ne soit pas
statistiquement  significative. Les patients souffrant d'anomalies dentaires de
nombre/formef/taille relatent le score moyen le plus important, mais les différences ne sont
encore une fois pas statistiquement significatives. Enfin, I'impact des anomalies bucco-
dentaires sur la qualité de vie se manifeste en premier lieu dans cette tranche d'age par un
bien-étre psycho-émotionnel affecté, la différence entre les types d'impacts n'étant toutefois

pas statistiquement significative.
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Concernant la tranche d'age de patients de 15 ans et plus, ayant de ce fait répondu a
I'OHIP-14, ce sont les femmes qui rapportent un score moyen statistiquement plus élevé.
Les individus présentant des anomalies bucco-dentaires en association avec des syndromes
rapportent un score moyen au questionnaire supérieur a celui des patients a anomalies
bucco-dentaires isolées, mais sans différence statistiquement significative. Ce sont les
patients souffrant d'anomalies des tissus de soutien et de I'environnement buccal qui
rapportent un score moyen le plus élevé mais les différences ne sont encore une fois pas
statistiquement significatives. Ce sont les patients DI qui ont le score moyen au
questionnaire le plus élevé, mais ce n'est pas statistiquement significatif. Enfin, I'impact des
anomalies bucco-dentaires sur la qualité de vie se manifeste en premier lieu par un bien-étre
psycho-émotionnel affecté. La différence entre les types d'impacts n'est toutefois pas

statistiquement significative.

Par ailleurs, un test de corrélation de Pearson réalisé sur les données de 4 patients
ayant répondu a la fois a un questionnaire ECOHIS et un questionnaire CPQ nous confirme
une forte corrélation positive entre les capacités d'identification d'impact sur la qualité de vie

liée a la santé bucco-dentaire des questionnaires ECOHIS et CPQ.

Nos résultats vont dans le sens de la plupart des travaux déja réalisés auprés de
patients atteints de maladies rares a manifestations bucco-dentaires, puisqu'a priori les
patients présentant des anomalies associées a des syndromes ont tendance a rapporter des
impacts plus forts sur leur qualité de vie.

D'autres enquétes démontrent que les individus adultes et adolescents de sexe
féminin présentent également des impacts plus fort eu égard a cette qualité de vie
(218,229), ceci est retrouvé uniquement dans notre étude pour la tranche d’age des plus de
14 ans. Comme dans nos tranches d'ages jusqu'a 10 ans et de 11 a 14 ans, certains travaux
ne trouvent pas non plus de différences statistiquement significatives de qualité de vie chez
des enfants et pré-adolescents (207,215).

Les impacts sur la qualité de vie que rapportent les patients concernent
majoritairement les limitations fonctionnelles et/ou la douleur physique, ainsi qu'une baisse
du bien-étre psycho-émotionnel (217).

Aprés comparaison de nos résultats aux études évaluant la qualité de vie en rapport

avec la maladie carieuse ou la présence de malocclusions, il apparait que les maladies rares
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a manifestations bucco-dentaires engendrent un impact plus fort sur la qualité de vie liée a la
santé bucco-dentaire que des lésions carieuses ou des malocclusions isolées (101).

Néanmoins, la petite taille de nos échantillons peut expliquer que les résultats soient
non statistiquement significatifs et puissent varier pour certains par rapport aux résultats
d'autres enquétes (71,118,233).

Des études plus approfondies seraient par conséquent nécessaires pour confirmer
ces résultats. Pour ce faire, il serait judicieux d'augmenter la taille de I'échantillon afin
d'obtenir des différences statistiquement significatives pour les hypothéses a tester.

Ces études devraient alors cibler plus précisément un type de population « maladies
rares », par exemple en se concentrant sur une unique tranche d'age, soit seulement sur les
anomalies bucco-dentaires associées a des pathologies syndromiques, ou soit sur une
catégorie d'anomalie bucco-dentaire, en les comparant éventuellement a un groupe témoin.

De plus, bien que nous ayons retenu trois questionnaires validés et fiables, les
versions que nous avons utilisées étant choisies dans un contexte de projet franco-
allemand, nous nous confrontons a des difficultés pour comparer nos résultats a ceux
obtenus avec des versions alternatives des questionnaires plus fréquemment utilisées dans

certaines publications portant sur les maladies rares.

Finalement, ce travail nous permet d'apporter un point de vue supplémentaire et
nouveau sur les maladies rares via un aspect assez délaissé et peu abordé dans notre
cursus : la qualité de vie liée a la santé bucco-dentaire et ouvre aussi des perspectives
quant a l'amélioration de la prise en charge de patients atteints de maladies rares a

manifestations bucco-dentaires.

Les recherches que j'ai pu effectuer dans le cadre de ce travail m'ont ainsi permis
d'approfondir et d'enrichir mes connaissances concernant la notion de qualité de vie et sa
mesure et celles ayant trait aux maladies rares a expression bucco-dentaire.

J'ai également pu découvrir au fil de mes lectures dans quelle mesure les personnes
atteintes de maladies rares a manifestations bucco-dentaires peuvent rapporter un quotidien
perturbé, me poussant a réfléchir comment, dans ma future pratique en tant que chirurgien-
dentiste, il me serait possible de contribuer, @ mon niveau, a I'amélioration de la qualité de

vie de ces patients.
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“Problems with the teeth, mouth or jaws and their treatment can affed the wel-being and everyday lives of chidren and their families. For each of the folowing
questions plese cirde the number next to the response that best describes your child's experiences or your own. Consider the chid's entire [ife from birth unti
now when answering each question. If o question does not apply, heck Newer”

Response options: |. Newer, 2. Hardy ever, 3, Occasionally, 4. Often, 5. Very often and 6. Don't know.

|. How often has your child had pain in the teeth, mouth or jaws! {Child symptoms domain)

How often has your child.....because of dental problems or dental treatments! {Child function domain)

1. had difficulty drinking hot or cold beverages

3, had difficulty eating some foods

4, had difficulty pronouncing any words

5. missed preschoal, daycare or school

How often has your child....because of dental problems or dental treatments! (Child psychological domain)

6. had trouble sleeping

7. been irritable or frustrated

How often as your child.... because of dental problems or dental treatments! (Child self-magefsocial interaction domain)
8. avoided smiling or laughing when around other children

9. avoided talking with other children

How often have you or another family member.....because of your child's dental problems or dental treatments! (Parent distress domain
I0. been upset

1. felt guilty

How often.... (Family function domain)

I3. has your child had dental problems or dental treatments that had a financial impact on your family!

Annexe 4 : Version anglaise validée du questionnaire ECOHIS en 13 items, d'aprés Pahel
et al., 2007.
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Items in the English version of the CPQ 11-14 questionnaire. The answers to each question were chosen from among five degrees of severity to which a point value
between 0 and 4 was assigned similar to a Likert scale (“never”= 0, “hardly ever”= 1, “occasionally” = 2, “often”= 3 and “very often"=4).
The English text is based on the paper of Jokovic et al. -

Questions about your pj_gurthyprorbliemsr ;

During the last 3 months, how often have you had or been ... During the last 3 months, how often have you had orbeen ...
—food stuck to the roof of your mouth? - bad breath?
— asked questions by other children about your condition? —atoothache or sore mouth?
During the last 3 months, - mouth sores?
how often have you had or been... ~ bleeding gums?
— notwanted or been unable to take part in school and non-school ac- — trouble drinking or eating cold or hot foods?
tivities (e.g. sports, drama, clubs)?
— had a hard time paying attention in school? — trouble chewing tough food?
— notwanted or been unable to spend time with other children? — trouble opening your mouth wide?
During the last 3 months, — breathing through your mouth?

how often have you had or been ... ik spedi

- ?
crabby or frustrated? —alonete

~inqbed migqy —_trouble eating food that you like?

— worried about what other people think?

—worried that you aren't very healthy? — trouble playing a musical instrument?
- nervous or afraid? —trouble drinking with a straw?
- shy orembarrassed? — avoided smiling when around other children?

—worried that you are less good-looking than other kids? .
’ g E During the last 3 months,

—worried that you are different from other people? how often have you... (had/been) ...

—teased or called names?

- left out by other kids?

—trouble sleeping?

- missed school?

- argued with your family?

- not wanted to speak or read out loud in class?
- not wanted to talk with other children?

- trouble doing your homework?

Annexe 5 : Version anglaise validée du questionnaire CPQ 11-14 ans en 35 items, d'apres
Jokovic et al., 2002.
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Dimension  Juestion Weight

Funclienal Have vou had trouble prowcmsefie i weords because of problems with
- I i L

limiiatian vour teeth, mouwh or dentures? .51

Have you [ell thal your serse af faste has worsened becanse of problers

wilth your testh. mowth or dentores? 0.9
Physical Have you bad podnfind aching in your mouth? .34
BT Have vou found it wmrcomfortabic wecat any foeds beeause of problems

with your leelh, monoth or dentures? (.65

Psycholagical Have you been selfconseiony because of your teeth, mouth or dentures? (145
discoming Have wyou jeli temse because of problems with your teeth, mouth or

deniures’? {33
Mhysical Has your déet been sisatisfactory because of problems with your teeth,
disability mouth or dentures? 52

Have you had 1o isrervupt mgals becanse of prablems with your teeth,

mouth or denlures? (.48

Paycholopicud Huve you feund W difftealt fo refux becaose ol problems wilh your tecth,

disability mouth or dentures? 0.60

Have you been a bit entbarrassed because af problems with your weeth,

toulh or denlurcs? .40
Sociul Huve you been a bit ievitabie with ather peopfe because of problems with
disability your teeth, mouth or dentures? 62

Have you had difficndtr deig veur wsuad johy because of problems with

your {eeth, mouth or dentures? {38
Handicap Have vou lelt that 1ile in general was desy seeityfiing because of problems

wilh your teeth, mouth or dentures?! (.39

Have you been fataffve wnadie fo fiwerion becnuse of problems with your

teeth, meouth or dentures? 0.41

* Responses are made on 4 5-point scale, coded D=never, | =hardly ever. 2=oceazionally, 3=
fairly often, 4=very often, Within each dimension, coded responses can be mulliphed by
weighis to vield o subscale scove.

Annexe 6 : Version anglaise validée du questionnaire OHIP en14 items, d'apres Slade et
al., 1997.
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Hallo, diirfen wir dir ein paar Fragen
zu deiner Mundgesundheit stellen?

PRB

oft |abundzu| kaum nie

o oo|o
o|o|a

In den vergangenen 3 Monaten, wie oft ...
blieben Essensreste am Gaumen kleben?

haben sich andere Kinder nach deinen
Mundproblemen erkundigt?

In den vergangenen 3 Monaten, wie oft
wolltest/k du Mundprobl

) P

nicht an schulischen oder auBerschulischen
Aktivitaten (wie Sport, Theater, Verein) teilnehmen?

dem Schulunterricht nicht aufmerksam folgen?

nicht mit anderen Kindern zusammen sein?

In den vergangenen 3 Monaten, wie oft
warst du wegen Mundproblemen ...

7]
@
o
=
o
-
=]
-
=
o
=
=
2
@

ap und zu
gereizt/frustriert

verstimmt

betroffen davon, was andere Leute denken
besorgt, weniger gesund zu sein
nervos/angstlich

schiichtern/verlegen

besorgt, weniger attraktiv als andere zu sein
besorgt, anders als andere zu sein

von anderen gehénselt/verspottet worden

OoooooOO0OoOoo0OaQao
OoooooOoooOooOooano
oooooooooao
OooooooooOooao
oOoooooooOoooOoaao

von anderen ausgeschlossen worden

i/

/ ) "
B, i ryee b Fst S, o
fe en S

Annexe 7 : Version allemande validée du questionnaire CPQ-G utilisée pour la traduction
francgaise a Strasbourg (1/2)
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In den vergangenen 3 Monaten, wie oft
hattest du ...

einen schlechten Atem?
Zahnschmerzen/Schmerzen im Mund?
wunde Stellen im Mund?
Zahnfleischbiuten?

Schwierigkeiten beim Trinken bzw. Essen von
kalten/warmen Speisen?

Schwierigkeiten beim Kauen fester Nahrung?
Schwierigkeiten den Mund weit zu 6ffnen?
durch den Mund geatmet?

eine undeutliche Aussprache?

nur langsam essen kénnen?

Schwierigkeiten beim Essen von Speisen,
die du gern essen mochtest?

Schwierigkeiten beim Spielen eines Musikinstruments?
Schwierigkeiten mit einem Trinkrdhrchen zu trinken?

vermieden zu lacheln, wenn andere Kinder dabei waren?

In den vergangenen 3 Monaten, wie oft

hattest du g M, |r (N}

Schlafstérungen?
in der Schule gefehlt?
mit Familienmitgliedern gestritten?

nicht gewollt, laut vor der Klasse zu sprechen oder
vorzulesen?

nicht mit anderen Kindern sprechen wollen?

Schwierigkeiten beim Erledigen von Hausaufgaben?

q

Hast du eine f oder her hmbare Zah

D Nein, ich habe keine Zahnspange.
[ Ja, ich habe eine festsitzende Zahnspange.

[[] Ja, ich habe eine herausnehmbare Zahnspange.

G

GABA International

The specialist in oral care

R e T

abund zu nie

=
&
£
3

81

e

OO000 OO0O0OO0O0OO0O OoO00 s
o000 OO0O0OOOO OO00o
OO0O0O0 OO0O0OOOO oooao

OO0OO0ODO0 OO0OOOO0 o000
00O0D0 OO0O0O0OCO o000

ab und zu

Name

Vorname
Ablter

heutiges Datum

(TN D PR D

Vielen Dank!

Annexe 8 : Version allemande validée du questionnaire CPQ-G utilisée pour la traduction
francaise a Strasbourg (2/2)
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OHIP-G 14

- Fragebogen zur mundgesundheitsbezogenen Lebensqualitit

Bitte priifen Sie fiir jede der folgenden Aussagen, wie sehr die beschriebene Situation fiir Sie personllch
zutrifft. Kreuzen Sie bitte fiir jede Aussage eine Zahl an. o, B C‘M@y T %ﬂmr

‘i; mi,,,”ﬁ;\l& (,Uk#mu%m 41,‘““‘

A Hatten Sie im vergangenen Monat aufgrund von Problemen sehr oft' ab! kaum "niie

—.&,_

a

mit Ihren Zdhnen, im Mundbereich oder mit Threm oft und
Zahnersatz ... zu
Schwierigkeiten bestimmte Worte auszusprechen? .........ooveeeevvverencs 4 3 2 1 0

das Gefiihl, Ihr Geschmackssinn war beeintrachtigt?..........ecveeeveeenene. 4 3 2 1 0

den Eindruck, dass Ihr Leben ganz allgemein weniger
zufriedenstellend War? ... s e s s sresesseseesreenerans 4 3 2 1

e D o >

2 Ist es jm vergangenen Monat aufgrund von Problemen mit sehr oft ab kaum nie

Ihren Zdhnen, im Mundbereich oder mit IThrem Zahnersatz oft und
vorgekommen, ... zu
A| dass Sie sich angespannt gefiihit haben? .......cc.ccvveevenircveeniciccseecnnns 4 3 2 1 0
B dass Sie Thre Mahlzeiten unterbrechen mussten?........oovveverecrvsnenenns 4 3 2 1 0
(| dass es Inhnen unangenehm war, bestimmte Nahrungsmittel zu essen? 4 3 2 1 0
T) | dass Sie anderen Menschen gegeniiber eher reizbar gewesen sind?..... 4 3 2 1 0
£ | dass es Ihnen schwergefallen ist, Ihren alltaglichen
Beschaftlgungen NAChZUGEheN?......ivcrrirrcc s es e e sssnanans 4 3 2 1 0
¥| dass Sie vollkommen unfahig waren, €twas U tUN?......coveveerssererereens 4 3 2 1 0
%+ | dass Sie sich ein wenig verlegen gefiihlt haben?......ccccccveeccecniiiivneenn, 4 3 2 1 0
W | dass Ihre Ernahrung unbefriedigend gewesen ist? .....coocvcnnnnicincncinnn, 4 3 2 1 0
¢ | Hatten Sie jm vergangenen Monat ... sehr oft ab kaum nie
oft und
zu

A | Schmerzen im Mundbereich?

B ein Gefiihl der Unsicherheit in Zusammenhang mit Ihren Zahnen,
Ihrem Mund oder Threm Zahnersatz?

Vielen Dank! © Gestaltung: IDZ, 2005

Annexe 9 : Version allemande validée du questionnaire OHIP-G14 utilisée pour la
traduction francgaise a Strasbourg.
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ORO-DENTAL
RARE DISEASES

ECOHIS (jusqu’a 10 ans)

[~°DlayPhenodent | | [ [ [ [T [TITTIT1[]

Les problémes reliés aux dents, a la bouche ou a la machoire ainsi que leurs traitements peuvent avoir un effet sur le
bien-étre et la vie quotidienne des enfants et leur famille. Pour chacune des questions suivantes, veuillez indiquer la case
qui décrit le mieux I'expérience de votre enfant ou la votre selon le cas. Lorsque vous répondez aux questions, considerez
toute 'expérience de vie de votre enfant - de sa naissance jusqu'a aujourd’hui. Si une question ne s'applique pas,
indiquez « Ne sait pas ».

k= »
S | § |BE|=8| g | B
S | £ |88 2% | E |3
n Q @ S o @
£ B a5 3 = 2
1| Votre enfant a-t-il eu de la douleur aux dents, & la bouche ou | [, O. O, O. O, O,
a la méachoire?
A cause de problémes dentaires ou de traitements dentaires,
votre enfant a-t-il déja...
2| ... eu de la difficulté a boire des boissons chaudes ou O | O | O O, | O .
froides? .
3| ... eu de la difficulté & manger des aliments? O. O. O, O, O, O,
4| ... eu de la difficulté a prononcer des mots? O O. O, O, O, O.
5| ... eu a manquer la maternelle ou la garderie? . . O, O, . O.
6| ... eu de la difficulté a dormir? OO | O | O | O Oa.
7| ... été irritable ou frustré? O | O | O O, | O, .
8| ... évité de sourire ou de rire en présence d’autres OO | O | O | O a.
enfants?
9| ... évité de parler avec d’autres enfants? O. O. O, O, O, .
A cause des problémes dentaires ou des traitements
dentaires de votre enfant, est-ce que vous ou un autre
membre de votre famille avez déja...
10| ... été perturbé et/ou bouleversé? O O. O, O, O, O.
11] ... ressenti de la culpabilité? O, O. O, O, O, O,
12| ... eu a s’absenter du travail? (P . . . . .
13 | Votre enfant a-t-il déja eu des problémes dentaires ou regu O | O | O | O O, .
des traitements dentaires qui ont eu un impact financier sur
votre famille?

Jiaccepte que les réponses anonymisées au questionnaire soient utilisées dans le cadre du projet « Manifestations bucco-dentaires des maladies rares »
NoMimssmmmnsmmmimams s Pr&NOM s msusmnssssmmsmpmmmvseserses PLTs - R, Date:. oo m] r

S (e 112111 (T —————————— HUS - Version N°1.(

Annexe 10 : Questionnaire qualité de vie ECOHIS utilisé lors de I'étude a Strasbourg,
d'apres Li et al., 2008.
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(22

ORO-DENTAL

ALADIES RARES
Menifestations %arfe
bucco-dentaires

Votre partenaire en santé bucco-dentaire

[~eoiav/ehenodent | [ [ TTTTTTTTIL[ ][]

Bonjour, pouvons-nous te poser quelques
questions concernant la santé de ta bouche ?

Au cours de la derniére année, est ce que...
des restes de tes repas se collaient au palais?

d'autres enfants se sont intéressés
a tes problémes de bouche?

Au cours de la derniére année,
a cause de probiémes dans ta bouche,
est ce qu’il Uest arrivé de ne pas vouloir/pouvoir...

participer a des activités scolaires ou
extrascolaires (comme le sport, le théatre
ou dans des associations)?

rester concentré en classe?

étre ensemble avec d’autres enfants?

Au cours de la derniére année,

a cause de problémes dans ta bouche,
est ce qu’il t'est arrivé d’'étre...
irrité/frustré?

contrarié?

inquiet de ce que les autres personnes pensent?

inquiet d’étre en moins bonne santé ?
nerveux/apeuré?

timide/géné?

inquiet a propos de ton apparence?
inquiet d’'étre différent des autres?

taquiné/moqué par d’autres?

exclu par les autres?

MOJ (11 - 14 ANS)

non

O O

souvent

O
O

de temps
en temps

.

une ou
deux fois

O
O

jamais

trés
souvent

souvent

O O

E

souvent

Dooooooood
oooooooooo)

de temps
en temps

O

[
O

une ou
deux fois

O

O
Ol

OO O

de temps
en temps

oooooooooo

une ou
deux fois

OoDoOoOoooooO

Jjamais

EDDDDDDDDD)

e

Annexe 11 : Questionnaire qualité de vie CPQ utilisé lors de I'étude a Strasbourg (1/2).
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de temps une ou

souvent 3
entemps deux fois

Au cours de la derniére année, jamais

a quelle fréquence avais-tu...

une mauvaise haleine?

mal aux dents/des douleurs dans la bouche?
des plaies dans la bouche ?

les gencives qui saighent?

du mal a boire ou manger des repas froids/chauds?

du mal a macher des aliments durs ?

des difficultés a ouvrir grand la bouche?

des difficultés a respirer par la bouche?
du mal a prononcer certains mots?

du mal a manger normalement?

du mal a manger de la nourriture que tu aimes?
du mal a jouer d’un instrument de musique ?

du mal a boire avec une paille ?

OoO0o0O00O0000oOooO
nooooOo0oO00ooooo
000 00000000000

\ooo o ODooooooooo

évité de sourire ou de rire en présence d’autres enfants ?

MOooDOO00DO0O000O0O0O0O0

de temps une ou
souvent K
souvent en temps deux fois

Au cours de la derniére année,
a quelle fréquence avais-tu,
a cause de problémes dans ta bouche...

jamais’

du mal a dormir?

manqué |'école?

eu des disputes avec ta famille?

refusé de parler fort ou lire a voix haute devant ta classe ? |

Doooo )

OOooooo

eu peur de parler avec d’autres enfants?

oooooo

oooooo
oooooo

du mal a faire tes devoirs?

d

As-tu un appareil dentaire fixé ou amovible?

[] Non, je n’ai aucun appareil dentaire.

|:| Qui, j’ai un appareil dentaire fixé. Mel_cl' beaucoup !
[] Oui, j'ai un appareil amovible.

Jaccepte que les réponses anonymisées au questionnaire soient utilisées dans le cadre du projet « Manifestations bucco-dentaires des maladies rares »

Annexe 12 : Questionnaire qualité de vie CPQ utilisé lors de I'étude a Strasbourg (2/2).

Nom : e PTENOM AZE e Date @ o
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OHIP-G14 (a partir de 15 ans)

s T [nDlal/phenodent | T T T T[RRI RTTT 1]

bucco-dentaires

Veuillez évaluer pour chacune des questions suivantes, dans quelle mesure la situation décrite
vous concerne personnellement. Veuillez cocher la case correspondant le mieux a votre situation.

Au cours de la derniére année, a cause de trés  souvent de  uneou jamais
o souvent temps deux

problémes dans votre bouche, avec vos dents en fois
et/ou vos prothéses, est ce que vous avez eu... temps
» du mal a prononcer certains MotS?....uuueeruernsererrennee 4 3 2 1 0
> l'impression d’avoir perdu le sens du goQt?............... 3 1 0
> I'impression que votre vie était de maniére générale

mMoins satisfaisante? i sonsasiomssansarmmsssiassims: 4 3 - 1 0
> des difficultés pour vous détendre?.........ccevveevreeeenes B 3 2 1 0
Au cours de la derniére année, a cause de trés  souvent de  uneou jamais

2 souvent temps deux

problémes dans votre bouche, avec vos dents o fois
et/ou vos prothéses, est ce qu’il vous est arrivé ... temps
> de vous sentir teNdu?.icisissnmssssiins s 4 3 2 1 0
» dinterrompre UN rePas Puswsssssssrsren sisssssevssvassmmsesssns 3 ) 1 0
> d'éprouver de la difficulté a consommer certains

types d'aliments?....ccocviiiivcni i 4 3 2 1 0
> d'étre plus irritable?........ceve i B 3 2 1 0
> d’avoir du mal a poursuivre vos activités quotidiennes? 4 3 2 1 0
» de vous sentir incapable de faire quelque chose?....... 4 3 2 1 0
> de vous sentir un peu gené?......cciereeierisineersessessnnes 4 3 2 1 0

> de penser que votre alimentation n'était pas

Y= (W1 7= 1 T2 1. 4 3 2 1 0
Au cours de la derniére année, avez-vous eu... trés  souvent  de uneou  jamais
souvent temps deux
en fois
temps
» des douleurs au niveau de la bouche?.......ccevveieninn, 4 3 2 1 0

Annexe 13 : Questionnaire qualité de vie OHIP-14 utilisé lors de I'étude a Strasbourg.
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