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RESUME

Le but de cette étude était d’aborder les aspects étiologiques, physiopathologiques, diagnostiques et
thérapeutiques du syndrome de Youssef a I'occasion d’'un cas. Pour cela, nous rapportons une série rétrospective
de six cas colligés entre 1972 et 1998. Les malades étaient jeunes (29-37 ans) avec une parité moyenne de trois
enfants. Toutes les fistules étaient secondaires a une césarienne. Les motifs de consultation, toujours associés,
étaient une hématurie cyclique (6/6), une fuite urinaire intermittente (4/6) et une aménorrhée secondaire (4/6). Le
diagnostic était suspecté a 'anamnese et confirmé par les analyses complémentaires. Le traitement a été chirurgical
dans tous les cas : hystérectomie et fermeture de la bréche vésicale (2 cas), fermeture des orifices fistuleux (4 cas).
Les suites immédiates étaient favorables avec un bon résultat fonctionnel. Une seule patiente a été revue deux mois

apres le traitement.
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Le syndrome de Youssef est une fistule vésico-utérine
trans-isthmique, classiquement a sens unique, qui appa-
rait au décours d’'une césarienne et dont les particula-
rités étiologiques, physiopathologiques et cliniques lui
conférent l'intérét d’étre connu.

Bien que la connaissance des fistules vésico-utérines
remonte & la fin du 19éme siécle il a fallu attendre
MACHADO (1), et surtout LAFFONT et EZES (2) qui
rapportérent en 1947 une observation de «fistule vési-
co-utérine a sens unique avec régles vésicales» aprés
césarienne. Rapidement, des cas similaires sont publiés
(3, 4) et I'accent mis sur leur origine obstétricale. Les
images radiologiques facilitent le diagnostic (5, 6). En
1957, I'Egyptien Abdel Fattah Youssef (7) propose le
terme de «ménourie» a cette pathologie qu'il avait
observée deux ans plus tot. La qualité, la précision et la
documentation de ses travaux (7, 8) ont lié son nom a
cette affection qui est devenu le syndrome de Youssef.

MATERIEL ET METHODE

Un cas récemment observé nous a conduits a faire la
revue des fistules vésico-utérines aprés opération
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césarienne. De janvier 1972 a décembre 1998, six
patientes souffrant de cette pathologie ont été diagnos-
tiquées et traitées, la majorité, par le coauteur de cette
étude. Le diagnostic a été relativement facile ; suspecté
a l'interrogatoire, il a été confirmé par des examens
complémentaires.

OBSERVATIONS CLINIQUES

N° 1

Mme EN., jeune femme de 29 ans, a consulté en
Janvier 1972 pour hématurie pendant les régles et fuite
urinaire intermittente évoluant depuis trois mois aprées
une césarienne itérative. Dix jours apres la sortie, était
apparue la fuite urinaire et au retour des couches, elle a
remarqué une hématurie qui avait exactement la méme
durée que les régles. Lexamen au spéculum couplé a
I'injection intra-vésicale du bleu de méthyléne montra
une petite fuite par le col utérin. L'hystérographie donna
une opacification simultanée de la vessie et de l'utérus.
La malade a été opérée selon le protocole suivant :
laparotomie médiane sous-ombilicale. La vessie adhérait
fortement & l'utérus. Libération laborieuse des adhéren-
ces entre les deux organes. Difficulté d'isoler le trajet
fistuleux. Hystérectomie totale et fermeture de la bréche
vésicale. Sonde vésicale a demeure. Suites opératoires
simples.
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N° 2

Mme N.M.M., seconde geste, seconde pare de 32 ans,
a consulté le 5 Juin 1978 pour une discréte fuite urinai-
re, une hématurie cataméniale survenant tous les 27-
30 jours et une aménorrhée. Dans ses antécédents, on
a retrouvé deux ans auparavant une césarienne apres
un long travail a domicile. Le test au bleu de méthyléne
était positif. L’hystérographie montrait une fistule vésico-
utérine siégeant au niveau de l'isthme avec un trajet
oblique en avant et a droite. L'intervention est décidée
au cours de laquelle on a trouvé un cul-de-sac vésico-
utérin remanié par des adhérences et la sclérose cicatri-
cielle. Sa dissection mena a la fistule d'un centimétre de
diamétre. Fermeture des orifices vésical et utérin.
Sondes a demeure. Suites opératoires simples.

N° 3

Mme M.D., 36 ans, consulta le 17 juillet 1978 pour
hématurie cyclique, mictions impérieuses et aménor-
rhée secondaire évoluant depuis huit ans a la suite
d'une césarienne itérative pour souffrance feetale.
L'épreuve au bleu de méthyléne était négative (aucune
fuite par le col utérin). La cystographie a donné la
réponse suivante : la vessie se remplit normalement, ses
contours sont réguliers et sa tonalité homogéne. I
existe sur le cliché post-mictionnel une opacité triangu-
laire en projection basse sacrée qui pourrait corres-
pondre a I'opacité de la cavité utérine. A I'hystéro-
graphie, dées le début du remplissage, le produit de
contraste est passé dans la vessie et la cavité utérine
n'était pas visualisée en réplétion. Le diagnostic d'une
fistule vésico-utérine était posé. Lors de la laparotomie,
l'abord de la région vésico-utérine montra I'existence
d'adhérences serrées entre l'isthme et la face postérieure
de la vessie. Le trajet fistuleux fut isolé. Fermeture des
orifices vésical et utérin. Suites opératoires favorables.

N° 4

Mme F.F, tercigeste de 37 ans, avait été césarisée dans
un centre hospitalier périphérique. Elle s'est présentée a
la consultation le 20 Aolt 1978 pour hématurie périodi-
que et aménorrhée évoluant depuis cing ans. L'injection
du bleu de méthyléne s'est avérée négative. Lhystéro-
graphie n'a pu étre faite, le col utérin étant infranchis-
sable et la cystographie n'a pas objectivé de fistule.
Lintervention chirurgicale est décidée. Aprés ouverture
de la cavité péritonéale, on libéra des adhérences entre
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la vessie et I'utérus. Le clivage vésico-utérin fut laborieux
au contact de la fistule de siége isthmique. Linterven-
tion réparatrice envisagée au départ est abandonnée.
On fait une hystérectomie. La vessie est ouverte, et sur
sa face postérieure a droite de la ligne médiane, on
trouve un petit orifice fistuleux d'un centimétre de dia-
meétre qui est refermé.

N° 5

A 34 ans, Mme A.S., grande multipare, est venue
consulter le 8 Mars 1979 pour aménorrhée secondaire,
hématurie cyclique et fuite urinaire intermittente apres
une césarienne itérative dont les circonstances n'étaient
pas bien connues de la malade. Le diagnostic de la fis-
tule vésico-utérine est d'emblée évoqué. Lhystérogra-
phie décrit une large fistule sur la face antéro-latérale
gauche du col utérin, prés de 5 cm au-dessus de I'orifi-
ce cervical externe. La cavité utérine bien opacifiée est
normale. La cystographie montre I'absence d'opacifica-
tion utérine malgré une bonne réplétion vésicale.
Durant I'opération, la libération des adhérences du cul-
de-sac vésico-utérin a mené a la fistule d'un demi-centi-
métre au sein des tissus d'aspect infecté. Les deux orifi-
ces sont séparément suturés. Postopératoire satisfaisant
et la malade sortit guérie au J-12.

N° 6

Mme J.N., de 36 ans et mére de deux enfants, a été
opérée par I'un d'entre nous d'une césarienne premiere
itérative a 39 semaines de gestation le 12 décembre
1998. Lincision et le clivage du péritoine pré-segmen-
taire ont permis la libération de la vessie qui était haut
située. Les suites opératoires ont été simples et la mala-
de est sortie de I'hépital au J-8. Huit mois plus tard, elle
est revue pour hématurie cataméniale et perte involon-
taire, mais inconstante, des urines par les voies génita-
les. Le diagnostic a reposé essentiellement sur I'épreuve
au bleu de méthyléne. Lissue du colorant par le col
utérin a signé la communication entre les deux cavités.
La cystographie est venue confirmer le diagnostic de
fistule vésico-utérine. Apres dissection de I'espace vésico-
utérin, on a accédé a la fistule qui fut réparée sans diffi-
culté particuliere. Revue deux mois plus tard aprés la
cure, les menstruations étaient normales et la malade
continente. Depuis, elle a préféré une contraception
cestro-progestative.
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Tableau 1 : Récapitulatif de nos observations

. . N Délai du :
Cas Etiologie Symptomes diagnostic Traitement
P . Hématurie cyclique . . . -
. . . K +
1 Césarienne itérative Fuite urinaire partielle 3 mois hystérectomie + suture vésicale
Hématurie cyclique
2 Césarienne Fuite urinaire partielle 2 ans Réparation
Aménorrhée secondaire
S N Hématurie cyclique . .
3 Césarienne itérative Aménorrhée secondaire 8 ans Réparation
L nri Hématurie cyclique . . -
7 z . +
4 Césarienne Aménorrhée secondaire 5 ans hystérectomie + suture vésicale
Hématurie cyclique
5 Césarienne itérative Fuite urinaire partielle Réparation
Aménorrhée secondaire
P . Hématurie cyclique : . .
6 Césarienne itérative Fuite urinaire partielle 8 mois Réparation
RESULTATS ques. Toutes nos fistules sont secondaires a une césa-

Les patientes étaient jeunes (29 a 37 ans), en période
d’activité génitale, avec une parité de trois enfants.
Toutes ont présenté la fistule au décours d’'une césarien-
ne, dont quatre itératives. Le délai entre le début des
symptdmes et la consultation variait entre trois mois et
huit ans. La symptomatologie associait une hématurie
cataméniale (6/6) a une fuite urinaire partielle (4/6) et a
une aménorrhée secondaire (4/6), réalisant ainsi la fistu-
le a «double sens». Le traitement a été essentiellement
chirurgical avec un bon résultat fonctionnel : hystérec-
tomie et suture vésicale (2 cas) et réparation de la fistule
(4 cas). Une seule patiente a été revue deux mois apres
I'acte chirurgical.

DISCUSSION

Lanalyse comparative de séries retrouvées dans la litté-
rature (9, 10, 11, 12, 13, 14, 15, 16, 17, 18, 19) nous
permet de retenir un certain nombre de faits et de
porter la discussion sur les points suivants :

Sur le plan étiologique

La contiguité dans le pelvis des appareils génital et
urinaire les expose en commun au traumatisme obstétri-
cal. La césarienne représente la majeure cause du syn-
drome de Youssef, a cdté des accouchements dystoci-
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rienne compliquée de plaie vésicale passée inapercue.
Le type d’hystérotomie ne semble pas jouer un grand
réle. Parmi les femmes ayant une fistule vésico-utérine,
une hystérotomie transversale est trois fois plus fré-
quente qu'une hystérotomie corporéale ; la premiére
étant plus répandue, parallelement a I'élargissement des
indications de la césarienne. Il faut noter qu'un tiers des
fistules s'observe aprés opération césarienne itérative a
cause d'un décollement vésico-utérin difficile. Dans
notre série, nous avons observé quatre césariennes ité-
ratives sur six.

Sur le plan physiopathologique

La physiopathologie du syndrome de Youssef reste sujet
a controverses et son fonctionnement parfois difficile a
comprendre. Logiquement, comme dans la série que
nous rapportons, le fonctionnement devrait se faire
dans les «deux sens», puisque la fistule fait communi-
quer la vessie et l'utérus. Or, il n'en est pas toujours
ainsi. La littérature rapporte aussi des fistules a «sens
unique» utéro-vésical avec une parfaite continence
urinaire. Pour les auteurs, les fistules siégeant au-des-
sous de listhme fonctionneraient a double sens avec
fuite urinaire et hématurie ; celles débouchant dans
l'isthme seraient a sens unique avec hématurie catamé-
niale, aménorrhée et parfaite continence urinaire. Mais,
plus que la situation de la fistule par rapport a l'isthme,
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le réle de ce dernier pour dévier les régles vers la vessie
et retenir les urines reste fondamental. La récupération
ou la non-récupération du tonus isthmique aprés le
retour des couches apparait étre I'élément déterminant
de la symptomatologie clinique, la tonicité de listhme
utérin étant supérieure a celui du détrusor.

Sur le temps écoulé avant le diagnostic

Le délai entre la survenue de la fistule et son diagnostic
dépend de la malade qui décide de consulter. Le dia-
gnostic a été posé avant un an chez deux malades,
entre deux et huit ans chez trois malades. Pour I'obser-
vation n°® 5, ce délai est resté inconnu. Ce retard au
diagnostic s'explique par la tolérance et la pudeur parti-
culiere a cette catégorie de malades qui cherchent a
masquer le plus longtemps possible une infirmité qui
leur fait honte et qui affecte leur féminité. Une des
malades de Djellali-Zemni avait consulté 22 ans apres la
césarienne incriminée.

Sur les examens complémentaires

Bien que le diagnostic du syndrome de Youssef soit

facile & poser sur la base de la symptomatologie, il doit,

néanmoins, étre confirmé par des examens complé-
mentaires :

1. U'épreuve au bleu de méthylene, par sa simplicité et
son innocuité, doit étre réalisée en premier lieu. Sa
valeur demeure relative. L'issue du colorant par le col
utérin signe la communication entre les deux cavités
utérine et vésicale ; I'absence de fuite, cependant,
n'infirme pas le diagnostic ;

2. La cystographie rétrograde permet théoriquement de
voir le trajet fistuleux sur les clichés de profil. Cepen-
dant, la cystographie peut étre normale et il est rare
gu’elle injecte la cavité utérine ;

3. L’hystérographie est capitale. La cavité utérine est trés
mal ou pas du tout opacifiée, le liquide de contraste
ne franchissant pas la limite supérieure de listhme
utérin. Aprés avoir opacifié le canal endocervical, le
liquide pénetre immédiatement et trés rapidement
dans la vessie, le défilé de communication entre la
vessie et I'utérus apparaissant sur les clichés de profil,
étroit et assez court, habituellement dirigé en haut et
en avant. Pour la majorité des auteurs, I'hystéro-
graphie constitue 'examen de référence dans la prise
en charge diagnostique d'une fistule vésico-utérine ;

4. La cystoscopie n'est pas aussi démonstrative que
I'hystérographie, car 'orifice de communication, géné-
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ralement enfoui dans une zone cedématiée et échy-
motique, peut ne pas étre visualisé. En période héma-
turique, la cystoscopie apporterait une plus grande
précision en présentant une lésion, généralement
située en arriére du trigone sur la ligne médiane ;

5. L’hystéroscopie étudie le canal cervical, la cicatrice de
la césarienne et 'endométre. Elle permet une biopsie
endométriale a visée hormonale, les patientes pré-
sentant souvent une stérilité réversible ;

6. Lurographie intraveineuse, quelque peu délaissée,
peut injecter la fistule lors de la cystographie miction-
nelle. Surtout, elle précise le trajet des uretéres et le
retentissement éventuel sur le haut appareil urinaire.

Au terme de ce bilan complémentaire, il faut souligner
la discordance pouvant exister parfois entre les constata-
tions cliniques et le sens de passage du liquide de
contraste. Certaines fistules & sens unique clinique fonc-
tionnent & double sens lorsqu’on les explore.

Sur le plan clinique

Le syndrome de Youssef se traduit, classiquement, par

l'association caractéristique d’hématuries périodiques ou

ménourie, avec une disparition des régles vaginales et
une absence de fuites urinaires. Ce tableau typique est
trés peu fréquent. La continence urinaire est rarement
observée, les mictions impérieuses sont parfois notées.

A la forme cliniqgue a «sens unique», il faut ajouter les

fréquentes formes mixtes a «double sens» réunissant :

- des hématuries franches, indolores et totales a I'épreu-
ve des trois verres. Fait capital, elles sont cycliques, se
reproduisant tous les mois, dés le retour des couches,
durant trois a cing jours. C'est un signe pathognomo-
nique que nous avons retrouvé chez toutes nos
patientes ;

- des fuites urinaires sont les motifs de consultation les
plus frequemment retrouvés. Elles sont habituellement
intermittentes ou partielles, variant avec le moment de
la journée et I'activité et les efforts de la patiente ;

- et une aménorrhée, sans aucun trouble hormonal
associé comme en témoigne la biopsie endométriale.
Lendometre reste histologiquement normal et fonc-
tionnel. En fait, il sagit d'une pseudo-aménorrhée, le
flux menstruel s'éliminant par la vessie lors des mic-
tions. «La femme urine ses régles».

Enfin, la symptomatologie peut étre variable dans le
temps chez une méme patiente, réalisant des formes a
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«double sens» successif, avec fuite urinaire initiale, suivie
d’'une hématurie cataméniale avec continence urinaire
parfaite.

Sur l'avenir obstétrical

L'avenir obstétrical de ces patientes aprés la cure demeure
réservé a la lumiere de la littérature. Lhypofertilité ou la
stérilité, habituellement rencontrée, est a rapprocher des
constatations expérimentales de INGELMAN-SUNDBERG
et JOELSSON. L'exécution chirurgicale d'une fistule vésico-
utérine sur une des cornes utérines de la lapine rend la
corne fistuleuse infertile, alors que la corne saine garde
ses capacités de nidation. Apres fermeture de la fistule,
'animal recouvre une fertilité presque normale. Les rai-
sons de cette stérilité réversible sont encore imprécises.
BOUND et Rogers avaient noté une hyperplasie endo-
métriale diffuse au cours d'une forme incontinente.
Nous avons dénombré cing grossesses dans la littératu-
re apres cure chirurgicale. Ayant perdu de vue nos
malades, excepté la derniére, leur devenir obstétrical est
resté inconnu.

Sur le plan thérapeutique

Il nexiste pas de consensus quant au mode de traite-
ment de la fistule vésico-utérine. Méme si la littérature
fait état de régression spontanée de la fistule par simple
drainage vésical, le traitement demeure essentiellement
chirurgical, visant la suppression de cette communica-
tion anormale. Faut-il réaliser une chirurgie extensive ou
bien limitée ? Quelle voie d'abord chirurgicale faut-il
employer ? L'existence des lésions associées, de difficul-
tés particuliéres d’exposition, ou la proximité de la

BIBLIOGRAPHIE
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CONCLUSION

Le syndrome de Youssef est une complication obstétri-
cale rare (0,6 % des fistules urogénitales), qui mérite
d’étre connu. Elle est bénigne en tant que telle mais
source d'inconfort pour la malade.

Sa prévention passe par la mise en place d’'une sonde
vesicale, le clivage soigneux de la vessie, particuliere-
ment dans les césariennes itératives, et la vérification de
lintégrité vésicale avant la péritonisation du segment
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