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Résumé

Le syndrome du flush gustatif de I’enfant, presqu’exclusivement unilatéral, est trés voisin du syndrome auriculotemporal ou syndrome de Frey
qui se caractérise par une hypersudation gustative, survenant a la prise des repas, dés les premicres bouchées, pour disparaitre rapidement apres la
fin de celui-ci. A I’occasion d’un cas recueilli chez un nourrisson, les auteurs effectuent une revue critique de ce syndrome qui préte souvent a
confusion avec une allergie alimentaire. Le diagnostic se fonde sur : 1) le caractére unilatéral du flush, survenant rapidement dans le territoire du
nerf facial au moment des repas ou immédiatement a leur suite, 2) sa régression rapide, 3) I’absence de symptomes associés. La recherche
d’antécédents traumatiques ou infectieux dans le territoire du nerf facial permet de conforter un diagnostic qui ne nécessite pas d’examens
complémentaires, en particulier allergologique, sauf cas d’espece ou dans les trés rares formes bilatérales. Chez ’enfant, il existe une prépondé-
rance nette chez le garcon (sex-ratio garcon/fille a 4/1) et des antécédents d’accouchements difficiles nécessitant une application de forceps
(58 %) dans les cas ou les conditions néonatales sont connues. Ce syndrome, a la fois classique et méconnu, mérite d’étre rappelé aux allergo-
logues.
© 2006 Elsevier Masson SAS. Tous droits réservés.

Abstract

The gustatory sweating syndrome in children, which is nearly always unilateral, is closely related to the auriculo-temporal syndrome, also
known as Frey’s Syndrome, that occurs in adults. It is characterized essentially by intense post-prandial sweating. Having encountered a child
with this syndrome, we undertook a critical review of the literature, since Frey’s Syndrome is often confused with food allergy. Diagnosis is
based on the following criteria: I) the unilateral character of flushing in the facial nerve area, coming on while eating or shortly thereafter; 1I) its
rapid regression; III) absence of associated symptoms. A history of prior trauma or infection in the facial nerve area confirms the diagnosis;
complementary examinations, in particular, allergy tests, are then not necessary, except in cases with the very rare bilateral form. In children,
there is a clear preponderance of boys (boy/girl ratio 4/1) and histories of difficult delivery requiring forceps (63%), in cases where the neonatal
conditions are known. Allergists merit being reminded of this classic syndrome.
© 2006 Elsevier Masson SAS. Tous droits réservés.
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Le syndrome des flushs gustatifs de 1’enfant, presqu’exclu-
sivement unilatéraux, est trés voisin du syndrome auriculotem-
poral ou syndrome de Frey [1] qui se caractérise par une hyper-
sudation a la suite de stimulations gustative et masticatoires,
survenant a la prise des repas, dés les premiéres bouchées,
pour disparaitre rapidement aprés la fin de celui-ci. Il nous a
paru intéressant de rapporter un nouveau cas du syndrome de
flush gustatif unilatéral dont les manifestations prétent souvent
a confusion avec les symptomes d’une allergie alimentaire.
Bien qu’il constitue un diagnostic différentiel classique de
I’allergie alimentaire, le syndrome des flushs gustatifs unilaté-
raux est certainement trés largement sous-estimé car méconnu,
a D’origine d’explorations allergologiques inutiles. Son diag-
nostic est basé sur une bonne analyse sémiologique comme le
montre I’observation qui suit.

1. Observation

Roman, né le 22 mai 2005, est le premier enfant d’une
famille dont la maman est atteinte d’allergies diverses, en par-
ticulier une allergie aux phanéres de chat. L’enfant est né¢ au
terme d’une premicre grossesse qui s’est déroulée normale-
ment. L’accouchement étant un peu difficile, 1’obstétricien
aura besoin d’utiliser une ventouse, puis de réaliser une appli-
cation de forceps. A la naissance, il n’existe aucun signe de
souffrance. Le score d’Apgar est a 10. Le poids (3 350 g.), la
taille (50 cm.) et le périmétre cranien (36 cm.) sont strictement
normauX. En raison des antécédents allergiques maternels, le
pédiatre conseille un lait hypoallergénique. Les céréales sont
introduites a ’dge de quatre mois, puis on passe progressive-
ment & un lait de deuxiéme age classique.

A I’age de sept mois, la maman décrit les premiers épisodes
de rougeur au niveau du visage, ce qui conduit a reprendre un
lait hypoallergénique. Le début de la diversification alimentaire
est cependant possible a 1’age de sept mois et demi.

Au moment de la visite du 9° mois, la maman rapporte
I’apparition d’un érythéme, toujours du co6té gauche, en
bande, s’étendant de la bouche a 1’oreille, faisant suite a
I’ingestion de certains aliments. L’érythéme survient dés les
toutes premicres bouchées, puis disparait en une quinzaine de
minutes. Il est chaud, mais ne s’accompagne pas localement de
sueurs, de prurit, de symptomes régionaux a type de rhinite ou
de conjonctivite, ou de symptomes systémiques (Figs. 1 et 2).
Il n’est pas cependant pas possible d’incriminer un aliment par-
ticulier. De plus, les symptomes n’apparaissent pas systémati-
quement aprés chaque repas.

A ’examen, Roman est en parfait état général avec un poids
de 9 600 kg pour une taille de 71 cm. L’auscultation cardiaque
et pulmonaire est normale ainsi que I’examen ORL. Il n’existe
aucun signe de dermatite atopique. Des investigations allergo-
logiques sont demandées : les prick-tests aux aliments usuels
sont tous négatifs avec des témoins codéine et histamine posi-
tifs.

L’enfant est revu a ’age de 12 mois. Il présente encore ces
épisodes de flush aprés certains repas, toujours du c6té gauche.

Son examen clinique demeure rigoureusement normal avec un
développement staturopondéral excellent : 10 700 kg et 77 cm.
Rétrospectivement, la photographie effectuée a la naissance
nous est confiée : elle montre les stigmates semi-circulaires
de I’application de forceps ou de ventouse entre I’orbite et le
pavillon de I’oreille gauches (Fig. 3).

A P’age de 16 mois, I’enfant présente toujours des symptd-
mes faciaux, mais ils sont moins fréquents. L’érythéme est
aussi moins étendu et moins rouge qu’auparavant. La maman
indique qu’il survient souvent lorsqu’il mange des morceaux
de pain ou certains biscuits, mais pas exclusivement. L’enfant
n’éprouve toujours pas de douleur, de prurit ou de géne locale.

Les antécédents d’application de forceps, le flush unilatéral
dans le territoire du nerf facial survenant rapidement au
moment des repas ou immédiatement a leur suite, la régression
rapide des symptomes, 1’absence de symptomes associés per-
mettent de porter le diagnostic de flush gustatif unilatéral, un
syndrome trés voisin du syndrome de Frey.

Fig. 1. Flush gustatif unilatéral gauche : éruption en bande de 2 a 3 cm de large
s’étendant de la commissure labiale a la région auriculotemporale au moment
des repas puis régressant en quelques minutes. Absence de sueurs.

Fig. 2. L’absence de douleur explique le comportement normal de 1’enfant.
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Fig. 3. Traces d’application de ventouses et de forceps a la naissance.

2. Discussion

Le syndrome des flushs gustatifs unilatéraux, souvent
confondu avec le syndrome de Lucie Frey dont il est trés pro-
che [1] est également voisin du syndrome de Bogorad [2,3] ou
« syndrome des larmes de crocodile » caractérisés par une
lacrymation excessive au moment des repas ou a l’ingestion
de boissons. Ces syndromes sont diis a une atteinte du nerf
facial dont les causes sont nombreuses, en particulier traumati-
ques ou infectieuses.

2.1. Historique

La description du syndrome auriculotemporal est générale-
ment attribuée a Lucja Frey, née en 1889 a Lwow (Pologne) et
morte en 1943 dans le ghetto de cette ville sous I’occupation
nazie. Elle fut certainement la premiére qui décrivit de facon
compléte le « syndrome des sueurs gustatives » chez un soldat
Polonais qui, blessé par un boulet, avait développé une infec-
tion parotidienne [4]. Elle eut cependant I’honnéteté d’attribuer
la premicre description de son syndrome a Kakub Lpisztat et a
Samuel Godflam qui décrivirent en 1922 un cas de sueurs loca-
lisées survenant pendant le repas [in 5]. Toutefois, la premicre
description de ce syndrome a souvent été attribuée a Duphenix
en 1757 [6]. Dans une revue publiée en 1999, Dulguerov et al.
[7] ont pensé que le cas publié en 1757 par Duphénix corres-
pondait trés probablement a une fistule parotidienne trauma-
tique et qu’il fallait attribuer la premiére description a Jules
Baillarger (1809-1891), en 1853, a dans le cadre d’une paroti-
dite bilatérale [in 7].

2.2. Aspects cliniques

Le syndrome de Frey est moins connu des pédiatres que des
ORL ou des stomatologues [8—10]. En effet, son incidence
aprés une intervention chirurgicale sur la glande parotide va
de 5,3 a 53 % [11]. Si le syndrome de Frey apparait le plus
souvent apreés une parotidectomie, il survient aussi a la suite

d’autres atteintes des glandes parotides ou sous-maxillaires,
chirurgicales, traumatiques (fractures de la machoire ou de
I’articulation temporomaxillaire), inflammatoires et infectieu-
ses (adénites, parotidites) [12]. Le temps de latence entre la
parotidectomie et I’apparition des symptomes est en général
de plusieurs mois, 1ié au temps nécessaire a la régénération
nerveuse, mais il peut étre beaucoup plus long : huit ans et
demi chez une femme de 65 ans [12] et méme 14 ans chez
un homme de 45 ans [13]. Les symptomes sont souvent
mineurs ou négligés par les patients.

Le syndrome de Frey et ses formes apparentées sont trés
différentes chez les adultes et chez les enfants. Le syndrome
des flushs gustatifs débute parfois dans I’enfance ou la petite
enfance, et méme chez le nourrisson comme chez notre jeune
patient. Une recherche sur PubMed et des recherches annexes
nous ont permis de recenser plus d’une trentaine de cas entre
1970 et 2006 [14-32] (Tableau 1). Ce sont le plus souvent des
cas isolés, mais il existe aussi des séries : trois cas [14,26,30,
32], quatre cas [18] et méme huit cas [25]. Dans les 19 obser-
vations ou le sexe est précis¢, on reléve quatre filles pour 15
garcons (79 %).

Les symptomes débutent en général au cours des premiers
mois de vie, entre trois et six mois lors du passage a I’alimen-
tation solide, comme ce fut le cas pour Roman car ce sont
davantage les efforts masticatoires que les stimuli digestifs
qui provoquent les symptomes. Il s’agit le plus souvent d’un
flush qui débute dés les premiéres bouchées, pour disparaitre
peu apreés la fin du repas. Les douleurs sont exceptionnelles
[20,33]. La chaleur locale est souvent augmentée. La présence
locale de sueurs est en faveur d’un syndrome de Frey stricto
sensu ; leur absence est typique du « flush gustatif unilatéral »
comme chez notre jeune patient. Dans les observations ou
I’évolution est connue, les symptdmes persistent entre un et
deux ans, puis ils ont tendance a diminuer.

L’analyse de la littérature montre que ce syndrome en
impose souvent pour une allergie alimentaire du fait de la rela-
tion temporelle entre I’éruption et les repas ou 1’absorption de
certaines boissons [17,27,34]. En effet, en dehors de I’ingestion
d’aliments solides sans autre précision [18,23,30,31] plusieurs
auteurs signalent que les symptomes font suite a ’ingestion
d’aliments particuliers : tomates et fraises [20]; bonbons,
tomates et épices [26] ; chewing-gums, ardmes acides (citron
et fraise) et noix [29] ; divers fruits (orange, banane, citrons),
bonbons et pain [31], pomme, orange et melon ; jus d’orange,
tomates, oignons, bonbons [30]. Incriminés a tort en tant
qu’allergénes potentiels, ces aliments constituent en fait des
stimuli par leur gotit acide ou I’effort masticatoire qu’ils néces-
sitent.

2.3. Diagnostic

Le diagnostic pourrait étre plus délicat dans les rares formes
bilatérales qui ont été signalées, a notre connaissance, dans
quatre cas : un de Karunananthan et al. [35], un autre de Johns-
son et al. [22], deux autres cas par Dizon et al. [25]. Toutefois,
I’existence d’un contraste entre, d’une part la rapidité¢ d’appa-
rition des signes apres la prise des aliments et, d’autre part, leur
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Tableau 1
Cas pédiatriques accessibles dans la littérature (Age au début des symptomes)
Année Auteur Age (sexe) Forceps Symptomes associés et évolution
1981 Davis [15] 7 mois (Ni) Oui Erythéme
4 mois (Ni)* Non Larmoiement, traumatisme facial
5 mois (Ni) Non
1987 Drummond [17] 6 ans (F) Non Erythéme, sueurs (aprés zona)
1989 Beck [18] 12 mois (Ni)° Non Epilepsie rolandique
4 mois (Ni) Oui
2,5 ans (Ni)° Non Epilepsie
6 mois (Ni) Non
1990 Ganga-Zandzou [19] 4 mois (G) ° Non Idiopathique
1993 Claros [20] 11 mois (G)
1994 Petit [21] 18 mois (Ni) Oui
1995 Johnson [22] Enfant (Ni) Bilatéral
1996 Salmon [23] 2,5 ans (G) Non Idiopathique
1996 Sicherer [24]
1997 Dizon [25] 8 cas (G)° Oui Bilatéral (2 cas)
(6/8)
1998 CIiff [26] 3,5 ans (F)° Non Idem un an plus tard
2 mois (F)° Oui Idem 16 mois plus tard
1 an 10 mois (G)° Oui Amélioration au bout d'un an
2000 Kaddu [27] 13 ans (F)° Non Fracture maxillaire a cinq ans
2001 Reche Frutos [29] 2 ans (G)° Oui + syndrome de Klippel-Trenaunay
10 ans (G)° Oui
2003 Gonzalez [30] 4 mois (F)° Oui
2 ans (G)° Oui
5 mois (G)° Oui
2003 du Plessis [31] 5 mois (G)° Non
2006 Carpintero [32] <3 mois (G)° Oui
<3mois (F) Oui Présentation céphalique, hydramnios,
16 ans (G) Non Lymphadénectomie préauriculaire
2006 Dutau 4 mois (G) Oui

(*) Traumatisme facial mineur, (°) Symptomes d’abord attribués a une allergie alimentaire, (Ni) Non indiqué.

absence de gravité devrait attirer I’attention du clinicien. En
effet, les symptomes d’allergie alimentaire d’installation rapide
sont également caractérisés par la gravité et la vitesse de leur
progression qui définissent I’anaphylaxie [37]. Le syndrome du
flush gustatif idiopathique peut se présenter sous 1’apparence
d’une otite externe récurrente [36].

En fait, dans I’'immense majorité des cas, le diagnostic est
fourni par I’interrogatoire et 1’examen clinique, 1’exploration
allergologique étant inutile, sauf dans les formes bilatérales
[22,25,35]. La thermographie peut constituer une aide au diag-
nostic dans le syndrome de Frey post-parotidectomie [38], mais
cette procédure nous semble inutile au cours des flushs gusta-
tifs unilatéraux de ’enfant. Quelques auteurs proposent de réa-
liser un test de provocation basé sur la mastication d’un ali-
ment quelconque ou de chewing-gum, ou sur la prise d’un
bonbon acidulé. Le test a I’amidon iodé est parfois effectué
pour rechercher la sudation au cour du syndrome de Frey
[12] ou I’écarter au cours du flush idiopathique [26].

Le syndrome des flushs gustatifs unilatéraux de 1’enfant a
longtemps été considéré comme idiopathique, exception faite
des rares cas consécutifs a une chirurgie parotidienne ou maxi-
llofaciale [32], & une fracture de la méachoire [27], @ un zona
[17], mais I’analyse de la littérature montre une forte propor-
tion d’accouchements difficiles nécessitant en particulier une
application de forceps comme ce fut le cas pour notre patient.
En effet, dans la série de huit cas rapportés par Dizon et al.
[25], 6 sur 8 (75 %) avaient eu une application de forceps, et

les auteurs estimaient que cela avait ét¢ le cas pour au moins
14 enfants sur 28 qu’ils avaient recensé dans la littérature. Pour
notre part, nous avons enregistré une application de forceps
dans 19 des 33 cas (58 %) ou cet antécédent a été recherché,
y compris dans la présente observation.

2.4. Physiopathologie

La physiopathologie de ce syndrome fait intervenir une
régénération aberrante des fibres du nerf auriculotemporal
1ésé dans diverses circonstances, traumatiques ou infectieuses,
donnant lieu a la formation préférentielle de fibres sympathi-
ques, expliquant une stimulation des glandes sudoripares et des
vaisseaux sous-cutanés faisant a la suite de I’ingestion
d’aliments ou de boissons [39,40]. La régénération aberrante
du tissu composant les fibres nerveuses du nerf auriculotempo-
ral sectionné est a 1’origine de 1’ensemble des symptdmes sur-
venant lors de ces syndromes : érythéme (flushs gustatifs uni-
latéraux), sudation (syndrome de Frey), larmes (syndrome de
Bogorad).

La bénignité du syndrome des flushs gustatifs unilatéraux
de I’enfant impose 1’abstention thérapeutique [22,23,25]. Tou-
tefois il existe, chez 1’adulte, quelques publications en faveur
d’un effet positif de ’injection de toxine botulinique dans les
cas sévéres (invalidants) de syndrome de Frey ou de syndrome
de Bogorad [41-44].
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3. Conclusion

Le syndrome des flushs gustatifs unilatéraux est une entité
voisine du syndrome de Frey dont il mérite cependant d’étre
distingué du fait de I’absence de sudation. Ces flush unilaté-
raux, longtemps considérés comme idiopathiques, sont surtout

\

secondaire a une atteinte du nerf facial, traumatisé lors
d’accouchements difficiles, en particulier par 1’application de
forceps. L’évolution est bénigne. Le diagnostic est avant tout
clinique et aucune exploration allergologique n’est nécessaire.
Aucun traitement n’est indiqué car ’affection est bénigne et
d’évolution souvent régressive.
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