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RESUME

Introduction : les lésions tumorales adipeuses sont les tumeurs des parties molles les plus fréquentes chez l'adulte mais leurs épidémiologie et histologie à la main ou au poignet sont imprécises. Le but était de rapporter l'histologie et la prise en charge de ces lésions dans un centre de référence.

Hypothèse : ces lésions tumorales ont une fréquence sous-estimée et des variantes histologiques.

Matériel et méthodes : les données cliniques et paracliniques des adultes pris en charge pour une lésion tumorale adipeuse localisée à la main ou au poignet ont été analysées rétrospectivement : âge, mode de découverte de la lésion, délai et type de prise en charge. Les dimensions, la localisation et l'histologie de la tumeur ont été colligés. Les patients ont été contactés à la recherche de symptômes persistants et de séquelles.

Résultats : trente-sept patients (37 tumeurs) ont été inclus de janvier 2003 à décembre 2018, représentant 7,5% des tumeurs des parties molles localisées à la main ou au poignet. L'âge moyen des patients était de 59 ans (28 ans -84 ans). Excepté une découverte fortuite, il s'agissait d'une masse tissulaire le plus souvent indolore. Elle était associée à des paresthésies distales dans 6 cas. Le délai moyen de prise en charge était de 47,5 mois (1 mois -240 mois). La lésion était un lipome conventionnel (31 cas) ou une de ses variantes bénignes (6 cas). La taille et le poids moyens étaient respectivement de 3,76 cm de grand axe (1 cm -11,5 cm) et de 9,8 g (3 g -60 g). Le délai de suivi moyen était de 73,5 mois (2 mois -177 mois). La localisation digitale de la tumeur était associée à une taille et un poids tumoral plus faible (p = 0,004 et p = 0,034). Discussion : la prévalence des tumeurs adipeuses est sous-estimée au sein des tumeurs de la main et du poignet. Le mode de découverte spécifique le plus fréquent est une neuropathie compressive avec paresthésies et/ou dysesthésies. Ces tumeurs sont quasi-exclusivement bénignes mais ne doivent pas conduire à négliger l'avis d'une RCP et mésestimer les exceptionnels liposarcomes de la main ou du poignet rapportés dans la littérature. Niveau de preuve : IV, étude rétrospective, monocentrique.

Mots-clefs : Tumeur adipeuse, Lipome, Main, Poignet, Histologie.

MANUSCRIT

INTRODUCTION

Les lésions tumorales tissulaires adipeuses (TA) représentent les tumeurs des parties molles (PM) les plus fréquentes chez l'adulte [START_REF] Stock | Adipocytic tumors[END_REF][START_REF] Fuchs | Lipomatous tumors of soft tissues in the extremities and the waist in adults[END_REF][START_REF] Lattes | Tumors of the Soft Tissues. Atlas of tumor pathology second series[END_REF]. D'origine mésenchymateuse et surtout localisées au niveau du tronc et à la racine des membres, ces lésions sont le plus souvent bénignes [START_REF] Stock | Adipocytic tumors[END_REF][START_REF] Myhre-Jensen | A consecutive 7-year series of 1331 benign soft tissue tumors. Clinicopathologic data. Comparison with sarcomas[END_REF][START_REF] Mandahl | Soft tissue tumors: Lipoma / benign lipomatous tumors[END_REF][START_REF] Datir | MRI of soft-tissue masses: the relationship between lesion size, depth, and diagnosis[END_REF]. Cependant, ces tumeurs constituent un groupe hétérogène sur le plan histologique dont le démembrement reste complexe [START_REF] Stock | Adipocytic tumors[END_REF][START_REF] Fletcher | WHO classification of tumours of soft tissue and bone[END_REF][START_REF] Kammerer-Jacquet | Differential diagnosis of atypical lipomatous tumor/well-differentiated liposarcoma and dedifferentiated liposarcoma: utility of p16 in combination with MDM2 and CDK4 immunohistochemistry[END_REF]. Le lipome « conventionnel » et ses variantes bénignes, représentent plus de la moitié de l'ensemble des tumeurs des PM avec une prévalence estimée à 2,1 pour 100 personnes/an [START_REF] Stock | Adipocytic tumors[END_REF][START_REF] Myhre-Jensen | A consecutive 7-year series of 1331 benign soft tissue tumors. Clinicopathologic data. Comparison with sarcomas[END_REF][START_REF] Murphey | From the archives of the AFIP: benign musculoskeletal lipomatous lesions[END_REF][START_REF] Kransdorf | MR imaging of musculoskeletal tumors of hand and wrist[END_REF]. A l'inverse, les TA considérées comme malignes (TA atypiques et liposarcomes dédifférenciés, myxoïdes et pléomorphes), plus rares, sont caractérisées par une prolifération de cellules atypiques et certaines anomalies cytogénétiques [START_REF] Stock | Adipocytic tumors[END_REF][START_REF] Fletcher | WHO classification of tumours of soft tissue and bone[END_REF]. Les lésions bénignes et malignes peuvent partager des similitudes en imagerie [START_REF] Datir | MRI of soft-tissue masses: the relationship between lesion size, depth, and diagnosis[END_REF][START_REF] Drevelegas | Lipomatous tumors of soft tissue: MR appearance with histological correlation[END_REF][START_REF] Schepper | Soft tissue tumors: grding, staging, and tissue-specific diagnosis[END_REF] et /ou histologiques rendant le diagnostic délicat pour le pathologiste [START_REF] Stock | Adipocytic tumors[END_REF][START_REF] Arbiser | Consultative (expert) second opinions in soft tissue pathology. Analysis of problem-prone diagnostic situations[END_REF][START_REF] Ogose | Well-differentiated liposarcoma of the hand. Case report[END_REF].

Les caractéristiques épidémiologiques des TA localisées à la main ou au poignet sont imprécises.

Rapportées comme peu fréquentes [START_REF] Myhre-Jensen | A consecutive 7-year series of 1331 benign soft tissue tumors. Clinicopathologic data. Comparison with sarcomas[END_REF][START_REF] Posch | Tumors of the hand[END_REF][START_REF] Haber | Tumors of the hand[END_REF][START_REF] Phalen | Lipomas of the upper extremity. A series of fifteen tumors in the hand and wrist and six tumors causing nerve compression[END_REF][START_REF] Rydholm | Size, site and clinical incidence of lipoma. Factors in the differential diagnosis of lipoma and sarcoma[END_REF][START_REF] Hsu | Tumours of the hand[END_REF], plusieurs travaux récents ont insisté sur l'incidence non négligeable voire prédominante de ces tumeurs à la partie distale du membre supérieur [START_REF] Hsu | Tumours of the hand[END_REF][START_REF] Calandruccio | Tumors and tumorous conditions of the hand[END_REF]. Cette localisation, associée à des lésions d'un volume souvent important, peuvent être à l'origine de phénomènes compressifs avec des signes cliniques trompeurs (douleurs, paresthésies) [START_REF] Phalen | Lipomas of the upper extremity. A series of fifteen tumors in the hand and wrist and six tumors causing nerve compression[END_REF]. Toutes les lésions étaient bénignes avec 31 cas de lipome conventionnel (84% des lésions). Les autres types histologiques étaient représentés par deux fibrolipomes, un lipome intramusculaire, un myxolipome, un ostéo-chondro-fibromyxolipome et un angiolipome. La taille et le poids moyens de la lésion étaient respectivement de 3,76 cm de grand axe (extrêmes : 1 cm -11,5 cm) et de 9,8 g (extrêmes : 3 g -60 g). Le délai de suivi moyen était de 73,5 mois (2 mois à 177 mois). Trois patients étaient perdus de vue et une patiente était décédée sans récidive.

Un cas de récidive avait été rencontré. Il s'agissait d'un lipome digital pulpaire Murine Double Minute 2 (MDM2) négatif, pris en charge initialement dans un autre Centre avec une exérèse incomplète.

Cette patiente n'avait pas présenté de nouvelle récidive à 70 mois de suivi de la reprise chirurgicale mais gardait des dysesthésies pulpaires. En dehors de ce cas, tous les patients étaient asymptomatiques à la révision clinique.

Il n'a pas été retrouvé de relation significative entre le sexe et le délai avant la prise en charge (p = 446), le poids (p = 0,239), la taille (p = 0,149) ou la localisation en distalité poignet-main-doigt (p = 0,894) de la lésion tumorale. Aucune relation significative n'a été mise en évidence entre le délai de prise en charge et la taille (p = 0,407), le poids (p = 0,251) ou la localisation (p = 0,602) de la tumeur.

La localisation digitale de la tumeur était significativement associée à une taille et un poids tumoral plus faible avec p = 0,004 et p = 0,034, respectivement. DISCUSSION L'hypothèse initiale était une possible sous-estimation de la fréquence des TA localisées au poignet et à la main. La présente étude rapporte une proportion de 7,5% de l'ensemble des tumeurs des PM du poignet et de la main. Cette valeur est supérieure à celles rapportées dans la littérature, avec 1,4% dans les études de Haber et al. [START_REF] Haber | Tumors of the hand[END_REF] et Butler et al. [START_REF] Butler | Tumors of the hand. A ten-year survey and report of 437 cases[END_REF] et 3,4% rapporté par Posch [START_REF] Posch | Tumors of the hand[END_REF]. La présente étude confirme une fréquence plus élevée des TA localisées à la main et au poignet, suspectée par certains auteurs chez les sujets d'âge mûr sans différence de sexe et sans facteur de risque évident [START_REF] Hsu | Tumours of the hand[END_REF][START_REF] Calandruccio | Tumors and tumorous conditions of the hand[END_REF]. Deux biais pourraient expliquer cette sous-estimation : (1) l'attrition des données colligées dans les séries anciennes, qui mélangeaient des tumeurs des PM « profondes » avec des lésions cutanées et des kystes arthro-synoviaux fréquents, (2) l'«effet Centre» avec l'émergence des centres de référence avec des RCP qui concentrent la prise en charge des tumeurs des PM et constituent un biais de recrutement.

Bien que le lipome conventionnel soit très majoritaire avec 84% des cas de la présente série, ses variantes sont toutefois retrouvées de façon non exceptionnelle (16%). Par ailleurs, conformément aux séries de la littérature, la présente étude confirme le caractère quasi-exclusivement bénin des lésions tumorales à dominante adipeuse localisées à la main ou au poignet [START_REF] Posch | Tumors of the hand[END_REF][START_REF] Haber | Tumors of the hand[END_REF]. Cette information est faussement rassurante et ne doit pas conduire à se passer de l'avis d'une RCP d'un centre de référence et faire oublier les TA atypiques [START_REF] Ferrando | Lipomatous tumours of the hand and wrist A series of 25 cases and review of the literature[END_REF] ou les cas exceptionnels mais dévastateurs de liposarcomes de la main ou du poignet, par ailleurs trompeurs car souvent de petite taille et pouvant être superficiels [START_REF] Ogose | Well-differentiated liposarcoma of the hand. Case report[END_REF][START_REF] Booher | Lipoblastic tumors of the hand and feet: review of the literature and report of thirty-three cases[END_REF][START_REF] Brien | Treatment of soft-tissue sarcomas of the hand[END_REF][START_REF] Pack | Liposarcoma; a study of 105 cases[END_REF][START_REF] Sawhney | Liposarcoma of the hand[END_REF].

Au début des années 1970, Phalen et al. [START_REF] Phalen | Lipomas of the upper extremity. A series of fifteen tumors in the hand and wrist and six tumors causing nerve compression[END_REF] et Leffert [START_REF] Leffert | Lipomas of the upper extremity[END_REF] avaient rapporté des neuropathies compressives d'origine tumorale avec des paresthésies et/ou des dysesthésies distales. Plus récemment, Elbardouni et al. [START_REF] Elbardouni | Well-circumscribed deep-seated lipomas of the upper extremity. A report of 13 cases[END_REF] a rapporté dans une série de 13 lipomes profonds du membre supérieur, une fréquence de 15% de signes déficitaires distaux. La présente étude confirme cette fréquence avec 17% des signes neurologiques déficitaires accompagnant la constatation d'une tuméfaction tissulaire non spécifique du membre supérieur (Figure 1A 

  Peu d'études sur les TA localisées au poignet et à la main ont été publiées et concernent un nombre de cas limité[START_REF] Posch | Tumors of the hand[END_REF][START_REF] Phalen | Lipomas of the upper extremity. A series of fifteen tumors in the hand and wrist and six tumors causing nerve compression[END_REF][START_REF] Leffert | Lipomas of the upper extremity[END_REF][START_REF] Nadar | Lipomas of the hand: a review and 13 patint case series[END_REF][START_REF] Booher | Lipoblastic tumors of the hand and feet: review of the literature and report of thirty-three cases[END_REF]. Le but de cette étude était de rapporter les caractéristiques épidémiologiques et histologiques ainsi que la prise en charge de ces lésions dans un centre de référence. L'hypothèse était que ces tumeurs ont une fréquence sous-estimée parmi les tumeurs distales du membre supérieur, avec des signes cliniques spécifiques et des types histologiques variés.MATERIELS ET METHODESAccord éthique et extraction des donnéesLe comité d'éthique institutionnel a rendu un avis favorable pour la réalisation de l'étude. Les données médicales des patients âgés de plus 15 ans pris en charge dans notre institution pour le diagnostic d'une TA localisée à la main et/ou au poignet ont été extraits de bases de données. La période d'inclusion s'échelonnait de janvier 2003 à décembre 2018. Le processus d'extraction était basé sur le recoupement de bases de données cliniques et histologiques des tumeurs des PM sur la période concernée en utilisant les mots clefs « lipome », « tumeur », « liposarcome », « main », « poignet » intégrés dans une interrogation croisée. Le diagnostic de certitude d'une TA localisée à la main ou au poignet était le critère d'inclusion et un document écrit de non-opposition a été recueilli auprès des patients. Données cliniques et paracliniques des patients inclus Les informations épidémiologiques et cliniques des patients inclus et colligées prospectivement ont été analysées de façon rétrospective : âge, sexe, coté dominant, antécédents médicaux. Le mode de découverte de la lésion et le délai de prise en charge était notés. La démarche diagnostique et thérapeutique dictée par la Réunion de Concertation Pluridisciplinaire (RCP) d'oncologie de l'appareil locomoteur était analysée. Les dimensions, la localisation et le type histologique de la tumeur avec les analyses de biologie moléculaire éventuelles ont été colligés. Enfin, les patients ont été recontactés par téléphone à la recherche de symptômes persistants et de leur évolution, de séquelles du traitement chirurgical de résection, d'une éventuelle récidive et d'une prise en charge ultérieure dans un autre Centre. Analyse statistique Le type de distribution des variables n'était pas connu justifiant des tests non paramétriques. L'évaluation des paramètres quantitatifs entre deux groupes indépendants ont fait appel au test de Wilcoxon-Mann-Whitney. Les comparaisons de données quantitatives en fonction d'une variable catégorielle a fait appel au test de Kruskall-Wallis. L'évaluation de corrélations entre des variables quantitatives s'est appuyé sur le test de Pearson. Le seuil de significativité était fixé à 0,05. RESULTATS Trente-sept patients (37 lésions tumorales) ont été inclus. Durant la même période, 496 cas de tumeurs des PM localisées à la main ou au poignet avaient été pris en charge dans le Service. Les TA représentaient 7,5% de l'ensemble de ces lésions. Les détails cliniques et paracliniques sont résumés dans le tableau 1. L'âge moyen des patients inclus était de 59 ans (28 ans à 84 ans) avec un sexe ratio homme/femme de 1,1. Vingt-sept lésions étaient localisées du coté droit et le coté dominant était concerné dans 29 cas. Le délai moyen de prise en charge après la découverte de la lésion était de 47,5 mois (1 mois à 240 mois). Quatre patients étaient diabétiques depuis plus de 10 ans. Tous les patients avaient eu une exploration par radiographies standards et IRM avant la RCP. Sept cas avaient fait l'objet d'une biopsie avant exérèse pour des raisons de volume important, de localisation ou d'image atypiques (Tableau 1).

  

  

  et B).Une des limites de ce travail est son caractère rétrospectif avec notamment l'absence d'analyse de biologie moléculaire systématique pour la majorité des tumeurs incluses. La recherche d'une amplification génique, MDM2 en particulier, classiquement absente dans les lipomes, est maintenant systématique. Elle renseigne sur le potentiel de récidive de la lésion et est un argument pour d'évoquer le diagnostic de TA atypique[START_REF] Stock | Adipocytic tumors[END_REF][START_REF] Kammerer-Jacquet | Differential diagnosis of atypical lipomatous tumor/well-differentiated liposarcoma and dedifferentiated liposarcoma: utility of p16 in combination with MDM2 and CDK4 immunohistochemistry[END_REF]. Une autre critique attribuable à la série est le biais de recrutement représenté par le geste chirurgical d'exérèse qui était nécessaire pour identifier les patients à inclure. Il est probable que des tumeurs à contenu adipeux restent occultes, négligées ou simplement surveillées.Les TA localisées à la main et au poignet sont assez fréquentes et dans l'immense majorité des cas bénignes. Des paresthésies associées à une masse tissulaire indolore constituent un mode de découverte classique. En dehors du lipome conventionnel, majoritaire, des types histologiques plus rares peuvent être rencontrés. Enfin, bien que très exceptionnelle dans cette localisation, la suspicion d'une tumeur adipeuse atypique ou maligne justifie l'avis d'un Centre de référence et une biopsie au

			F	Masse sensible	1	2 e phalange 4 e doigt, face	Biopsie-exérèse	Lipome conventionnel	3	1,5x1,0x1,0	50
						palmaire					Asymptomatique, pas de récidive
	12	84	F	Masse sensible	36	Face dorsale main	Biopsie-exérèse	Lipome conventionnel	5	2,0x1,5x1,5	168
											Asymptomatique, pas de récidive
	13	74	H	Masse sensible	30	1 ere phalange 3 e doigt, face	Biopsie-exérèse	Fibrolipome	4	1,5x1,4x0,5	Patient perdu de vue
						palmaire					
	14	49	H	Masse sensible	24	Poignet, bord dorso-ulnaire	Biopsie avant exérèse	Lipome conventionnel	9	4,0x2,0x1,5	156
											Asymptomatique, pas de récidive
	15	66	F	Masse indolore	12	2 e phalange index, face	Biopsie-exérèse	Lipome conventionnel	4	1,6x1,2x1,2	123
						palmaire					Asymptomatique, pas de récidive
	16	63	H	Masse indolore	2	Poignet, face antérieure	Biopsie avant exérèse	Lipome intramusculaire	19	7,5x3,6x3,5	Patient perdu de vue
	17	74	moindre doute. H Masse sensible	2	1 ere phalange index, face	Biopsie-exérèse	Lipome conventionnel	3	1,0x1,0x0,5	108
						dorsale		nécrosé			Asymptomatique, pas de récidive
	18	59	F Conflits d'intérêt : Aucun Masse sensible, paresthésies	48	Éminence hypothénar, face palmaire	Biopsie-exérèse	Lipome conventionnel	13	5,5x3,5x2,0	96 Asymptomatique, pas de récidive
				territoire du nerf							
	19	59	ulnaire Sources de financement : Aucune H Masse indolore 36	1ere phalange 3 e doigt, face	Biopsie-exérèse	Lipome conventionnel	9	5,5x3,0x1,5	108
						palmaire					Asymptomatique, pas de récidive
	20	35	Contribution des auteurs : H Masse indolore	120	Poignet, bord dorso-ulnaire	Biopsie-exérèse	Lipome conventionnel	4	1,0x1,0x1,0	144
											Asymptomatique, pas de récidive
	21	73	F S.Roulet, E.Marteau, G.Bacle, J.Laulan: écriture Masse indolore 7 Canal de Guyon	Biopsie-exérèse	Lipome conventionnel	11	4,0x4,0x2,0	102 Asymptomatique, pas de récidive
	22	47	Ph.Rosset, L.Le Nail: gestion des données cliniques F Masse indolore, 24 Canal de Guyon	Biopsie-exérèse	Lipome conventionnel	17	6,0x4,0x3,0	115
			G.De Pinieux: données histologiques paresthésies						Asymptomatique, pas de récidive
				territoire du nerf							
			Tous les auteurs ont contribué à l'étude et sont responsables de la genèse de ce manuscrit ulnaire				

LEGENDES DES FIGURES

A : Coupe IRM axiale en pondération T2 montrant une tumeur tissulaire de nature adipeuse dans le canal carpien. B : Vue macroscopique peropératoire de la lésion tumorale adipeuse polylobée.