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ABSTRACT: Adenoid cystic carcinoma of Bartholin’s gland is a rare tumor. Its management is inspired by the treatment of vulvar
cancers. We present here a clinical case of a 28-year-old female patient who presented with a painful swelling of the left labia
majora, which was mistaken for simple bartholinitis and treated medically without improvement. A biopsy was then
performed, and the histopathological study revealed a cystic adenoid carcinoma of the Bartholin gland. The radiological workup
showed a locally advanced left vulvar process, without distant metastasis. Due to the impossibility of surgery, concomitant
radiotherapy and chemotherapy were performed, with good improvement. The rarity of this type of vascular cancer makes its
diagnosis late, because it is often confused with bartholin gland cyst and bartholinitis. Moreover, its management is still not
standardized.
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RESUME: Le carcinome adénoide kystique de la glande de Bartholin est une tumeur rare. Sa prise en charge est inspirée du
traitement des cancers vulvaires. Nous présentons ici un cas clinique d’une patiente de 28 ans qui a présenté une tuméfaction
douloureuse de la grande lévre gauche, qui a été prise pour une simple bartholinite et traitée médicalement sans amélioration.
Une biopsie a été alors réalisée, et I'étude histopathologique a révélé un carcinome adénoide kystique de la glande de
Bartholin. Le bilan radiologique a montré un processus vulvaire gauche localement avancé, sans métastase a distance. Vu
I'impossibilité chirurgicale, une radiothérapie et chimiothérapie concomitantes ont été réalisées, avec une bonne amélioration.
La rareté de ce type de cancer vulvaire rend son diagnostic tardif, car souvent confondu avec le kyste de la glande de bartholin
et la bartholinite. De plus sa prise en charge n’est toujours pas standardisée.
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1 INTRODUCTION

Le carcinome de la glande de Bartholin (CGB) est une tumeur maligne extrémement rare. Il représente moins de 5% des
carcinomes vulvaire et moins de 1 % de I’'ensemble des cancers gynécologiques [1]. Le CGB peut provenir soit du canal et de
I'orifice vestibulaire de la glande de Bartholin, soit de la glande elle-méme, donnant lieu a de multiples sous-types
histologiques, parmi lesquels on retrouve le carcinome adénoide kystique [2]. La prise en charge n’étant pas standardisée, nous
avons voulu reprendre les données de la littérature, a la lumiére d’un cas de carcinome adénoide kystique de la glande de
Bartholin.
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2 CAs CLINIQUE

Patiente agée de 28 ans, G2P2 avec deux enfants vivants, sans antécédents pathologique notables, qui a consulté pour une
tuméfaction périnéal douloureuse sans autres signes associés. L’examen clinique a révélé une tuméfaction douloureuse de la
grande lévre gauche mesurant 3 cm. Une bartholinite a été suspectée et un traitement a base d’amoxicilline protégée et d’anti-
inflammatoire a été administré.

Devant la non résolution de la masse vulvaire (figure 1), une biopsie a été réalisée. L’étude histopathologique ainsi que
I’étude immunohistochimique ont révélé un carcinome adénoide kystique de la glande de bartholin, a prédominance
compacte, infiltrant le tissus adipeux et le muscle strié adjacent, avec présence d’un engainement périnérveux sans emboles
vasculaires visibles.

L'IRM pelvienne a montré un processus vulvaire gauche, mesurant 64x52x40 mm, localement avancé et débordant a droite,
il envahit le clitoris, I'orifice externe de I'urétre, le muscle élévateur de I'anus et le tiers inférieur du vagin, mais il respecte le
col utérin sans atteinte ganglionnaire classé stade Il de FIGO. Le scanner thoraco-abdomino-pelvien n’a pas objectivé de lésion
métastatique.

Vu I'impossibilité de chirurgie, une Radiothérapie Chimiothérapie Concomitante (RCC) a été indiquée. Aprés 6 cures de
chimiothérapie a base de Cisplatine, le bilan radiologique a montré une disparition du processus tumoral vulvaire. A 6 mois de
recul, La patiente se porte bien et ne pas de récidive.

Fig. 1.  Photographie de la patiente en position gynécologique montrant la masse vulvaire (fleche rouge)
3 DISCUSSION

Le carcinome adénoide kystique de la glande de Bartholin (CAK) est une tumeur maligne inhabituelle, elle représente 29,6
% des CGB [1]. Cette entité histologique est caractérisée par une croissance lente mais localement agressive avec une invasion
péri-nerveuse. En raison de sa rareté, elle est sujette a des erreurs de diagnostic et peut étre confondue avec le kyste de la
glande de bartholin et la bartholinite. De ce fait, elle est souvent découverte a un stade avancé avec un risque de métastases
[3]. La non-résolution d’une tuméfaction vulvaire, ou la présence d’une induration ou de matériel nécrotique lors de I'exérese
chirurgicale doit faire suspecter une tumeur maligne [4]. Les dyspareunies, le saignement et |'ulcération représentent des
signes non spécifiques et moins fréquents [5].
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Le diagnostic positif du CAK est histologique [3]. Le bilan radiologique n’est pas consensuel, mais le scanner thoraco-
abdomino-pélvien est le plus fréquemment utilisé. Il a pour but d’éliminer une tumeur primitive, de rechercher des métastase
inguinales et pelviennes ou des métastases a distance [3]. L'IRM pelvienne peut étre indiquée pour évaluer I'extension locale.

Les études rétrospectives existantes étant limitées, il n’existe pas de recommandation définitive quant au traitement du
CAK. La prise en charge thérapeutique est inspirée du traitement des cancers vulvaires a localisation médiane [6], deux
attitudes ont été décrites dans la littérature; I’'hémivulvectomie postérieure pour les tumeurs de petite taille, et la vulvectomie
totale radicale pour les tumeurs de plus de 3 cm ou multifocales [3]. L'objectif de la chirurgie serait I'obtention de marges
saines, afin de prévenir le risque de récidives et de reprises chirurgicales. Toutefois, certains auteurs ont démontré que le statut
des marges chirurgicale n’aurait pas d’impact significatif sur le taux de récidive, et préconisent une chirurgie conservatrice
surtout pour les petites tumeurs unilatérales [5]. D’autres études ont montré que le CGB affecte principalement les femmes
ménopausées et que la chirurgie radicale permet d’obtenir de meilleurs résultats chez les patientes plus agées par rapport aux
patientes jeunes [7].

L’exérése chirurgicale du CAK est associé a un prélevement du ganglion sentinelle pour les tumeurs de petite taille, ou une
une lymphadénectomie inguinale profonde pour les tumeurs volumineuses ou pN1 [8]. Selon la littérature, I'état des ganglions
lymphatiques inguinaux affecte fortement la survie des patientes [9]. Cependant la lymphadénectomie inguino-fémorale uni
ou bilatérale demeure une controverse; Devant I'augmentation des risques d’atteintes ganglionnaires controlatérales qui est
proportionnelle a la taille tumorale, plusieurs auteurs préconisent une lymphadénectomie bilatérale [10]. Par ailleurs, en
I’absence d’atteinte ganglionnaire clinique et radiologique, d’autres auteurs suggerent un curage unilatéral associé a une
radiothérapie adjuvante [11].

Concernant le traitement adjuvant, Il a été rapporté qu’une chirurgie moins radicale associée a une radiothérapie externe
inguino-fémorale est considérée comme le meilleur traitement pour le CAK, elle permet d’obtenir une bonne survie a long
terme et prévenir les complications [12]. La radiothérapie est recommandée chez les patientes présentant des marges
positives, une invasion péri-nerveuse, ainsi qu’une atteinte ganglionnaire. La chimiothérapie, quant a elle, est recommandé en
cas de CAK métastatique [11].

Lorsque la tumeur n’est pas résécable ou au prix d’une mutilation importante, un traitement néoadjuvant peut étre
envisagé a base de radio-chimiothérapie ou radiothérapie externe et curiethérapie [3].

Le CAK de la glande bartholin est une tumeur d’évolution lente. Le taux de survie varie selon les auteurs; il est de 71% a 5
ans, de 59% a 10 ans, et il passe a 18-2 % en cas de métastase [3]. Il est donc plus judicieux d’évaluer les survies a 10-15 ans
[13].

4 CONCLUSION

Le carcinome adénoide kystique de la glande de bartholin est une tumeur maligne trés rare. Elle est découverte
généralement a un stade avancé, et les métastases sont fréquentes lorsque le diagnostic et le traitement sont retardés. La
prise en charge thérapeutique n’est toujours pas consensuelle, Il est donc nécessaire de mettre en place des études
multicentriques permettant d’avoir des informations de haut niveau de preuve sur des effectifs plus grands.
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