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Contexte

Lhyperostose squelettique idiopathique diffuse
(HSID), également connue sous le nom d’hype-
rostose ankylosante ou de maladie de Forestier
et Rotés-Querol, est un processus non inflam-
matoire qui entraine une calcification et une
ossification des ligaments vertébraux antérolaté-
raux et une inflammation des tendons [1]. La lit-
térature fait état d’'une prévalence variable, den-
viron 15-25% chez les patientes et patients de
plus de 50 ans, avec une augmentation a environ
26-35% dans le groupe d'age des plus de 70 ans.
Les hommes souffrent plus souvent de la mala-
die et présentent plus fréquemment une évolu-
tion plus sévere que les femmes [1]. Le segment
thoracique est le plus fréquemment touché et le
rachis cervical, comme dans le cas présent, est le
troisiéme segment le plus fréquemment touché.
Lorsque 'HSID touche le rachis cervical, la

maladie se manifeste souvent par une dysphagie
et parfois par une dyspnée et un stridor inspira-
toire [2]. Un trouble progressif de la déglutition
peut entrainer un risque élevé daspiration avec
menace de pneumonie. Dans les cas sévéres, une
obstruction des voies respiratoires est méme
possible, avec une exacerbation conséquente po-
tentiellement fatale [2].

Présentation du cas

Anamnese

Un patient de 64 ans avec un indice de masse
corporelle (IMC) de 33,27 kg/m? sest présenté
en urgence avec une dyspnée progressive, un
enrouement, des maux de gorge et, depuis deux
a trois mois, des difficultés marquées a déglutir,
mais sans perte de poids. Parmi les diagnostics
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Figure 1: Evaluation préopératoire de la déglutition par fibroscopie: vue sur la glotte.
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concomitants connus figuraient un syndrome
dapnée obstructive du sommeil (SAOS), un
diabéte sucré de type Il insulinodépendant, une
obésité, une hypertension artérielle, un taba-
gisme important (45 paquets-années) et une
surdité neurosensorielle modérée bilatérale.

Status

Lendoscopie a révélé une hyperplasie de la base
de la langue, un cedéme dans la région de la
commissure postérieure, ainsi quun exces de
tissu flottant partant de la région aryténoi-
dienne gauche qui obstruait la glotte (fig. 1).
Les cordes vocales nétaient pas totalement vi-
sibles et présentaient une mobilité réduite des
deux cotés.

La muqueuse de la paroi postérieure de
Ihypopharynx était proéminente, hypertro-
phique et papillomateuse. Un «webbing» mar-
qué et une luette longue et large étaient visibles
dans la région buccale. Aucune résistance nétait
palpable au niveau cervical. Le reste de lexa-
men oto-rhino-laryngologique (ORL) était
sans particularité, a lexception d’'une déviation
du septum vers la droite.

Résultats
Une tomodensitométrie (TDM) du cou a révélé
une hyperplasie de tissus mous de
2,5 x 2,0 x 1,5 cm, mal délimitée et prenant le
contraste, au niveau du pli ary-épiglottique
gauche, avec un dépassement de la ligne mé-
diane. En outre, des altérations dégénératives
de la colonne vertébrale avec des spondylo-
phytes a la hauteur de la quatrieme vertébre
cervicale (C4) jusqua la quatrieme vertebre
thoracique (T4) ont été constatées (fig. 2).
Lanomalie supraglottique faisait suspecter

un processus malin, de sorte quune panendo-
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Figure 2: Tomodensitométrie de la région cervi-
cale, coupe sagittale.

scopie avec prélévement d’'une biopsie et une
tomographie par émission de positons (TEP)-
TDM ont été réalisées. La TEP-TDM n'a révélé
aucune activité anormale du 18F-fluorodésoxy-
glucose (FDG). Les biopsies ont montré une
muqueuse épidermoide avec une fibrose, une
hyperémie et un cedéme, tandis que histopa-
thologie na retrouvé aucun signe de malignité.

Lévaluation de la déglutition par fibrosco-
pie a révélé une pénétration intra-déglutition
(fig. 1).

La sensibilité endolaryngée était nettement
diminuée.

Diagnostic

En résumé, une tumeur initialement suspectée
semblait improbable comme cause. Les spon-
dylophytes de la C4 a la T4 décrits & la TDM
morphologique étaient & un stade avancé et
leur localisation était corrélée a lhypertrophie
de la muqueuse de la paroi de Thypopharynx et
alasymétrie des tissus pré-vertébraux décrites.
Sur la base de ces observations, le diagnostic
d’hyperostose squelettique idiopathique diffuse
a été posé.

Traitement

Immédiatement apres la panendoscopie avec
prélevement de biopsie, un gonflement pro-
noncé sest produit au niveau supraglottique,
qui na pas permis une tentative dextubation, de
sorte qu'une trachéotomie a immédiatement
été effectuée. En outre, le patient a été équipé
d’une sonde nasogastrique. Afin daméliorer la
situation des voies respiratoires supérieures, il
a été procédé a lablation chirurgicale du tissu
hyperplasique de la région aryténoidienne
gauche par une supraglottoplastie au laser. En
prévision d’une dysphagie postopératoire a
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Figure 3: Laryngoscopie a quatre mois postopératoires: vue sur la glotte.

long terme, une sonde PEG (gastrostomie per-
cutanée endoscopique) a été posée. Apres une
co-évaluation neurochirurgicale des spondylo-
phytes prononcés, l'ablation chirurgicale inter-
disciplinaire a été décidée a loccasion de la
méme anesthésie; elle a été réalisée par une cer-
vicotomie antérolatérale gauche.

Evolution

Lévolution postopératoire et la décanulation se
sont déroulées sans complications, de sorte que
le patient a pu rentrer chez lui le septiéme jour
postopératoire. Apres une thérapie fonction-
nelle réguliere par une logopéde, la dysphagie
sest nettement améliorée. Le contrdle endosco-
pique de suivi a montré une glotte désormais
visible avec une mobilité symétrique des cordes
vocales sans signe de pénétration ou daspira-
tion (fig. 3).

Pour Iévaluation subjective dela dysphagie,
le patient a rempli a la fois en préopératoire et
en postopératoire la version allemande d’un
questionnaire «Quality-of-Life» relatif a la dé-
glutition, le «Dysphagia Handicap Index» [5].
Sur 25 questions, 23 ont été répondues positi-
vement par «parfois» ou «toujours» en préopé-
ratoire.

Quatre semaines apres lopération, il n'y
avait plus que huit réponses «parfois», ce qui in-
dique une nette régression de la dysphagie du
point de vue du patient. La reprise de 'alimen-
tation orale sest déroulée sans probleéme par la
suite, si bien que la sonde PEG a été retirée. En
présence d’une obésité préexistante, le patient a
continué a maintenir un poids stable trois mois
apres lopération. En raison d'un SAOS connu,
une polygraphie respiratoire de controle n'a été
recommandée qu'ultérieurement, aprés une
perte de poids.

Une TDM de suivi a été réalisée un an apres
lopération pour exclure une récidive; elle na ré-
vélé aucun signe dostéophytes récidivants
(fig. 4).

Discussion

LHSID a été décrite pour la premiére fois par
Forestier il y a plus de 50 ans [4]. Il est supposé
que [étiopathogenese de la maladie implique
une croissance anormale ainsi quune hyper-
fonction des ostéoblastes dans la jonction os-
téo-ligamentaire et une calcification patholo-
gique du ligament longitudinal antérieur qui en
découle [1]. Par ailleurs, des corrélations pos-
sibles avec différentes comorbidités sont
décrites — par exemple, comme dans le cas
présent, avec le diabeéte sucré et I'hyperten-

Figure 4: Tomodensitométrie de la région cervi-
cale a un an postopératoire, coupe sagittale.
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sion artérielle dans le cadre d’'un IMC élevé
[1-3]. Parmi les autres facteurs de risque fi-
gurent des influences génétiques (mutation
des génes ANKH), des facteurs environne-
mentaux (fluorures) et des médicaments
(isotrétinoine) [1]. Des facteurs mécaniques,
tels que des mouvements de levage incor-
rects, et des taux d’hormones pathologiques
(leptine, hormone de croissance) entrent éga-
lement en ligne de compte [1].

Selon lalocalisation des ostéophytes, la ma-
ladie peut se manifester par différents symp-
tomes tels que des douleurs au cou, a la nuque
et au dos, ainsi que des troubles de la dégluti-
tion et une obstruction des voies respiratoires
[4]. La dysphagie est le symptome le plus connu
de I'HSID cervicale; environ un tiers des per-
sonnes atteintes en souffrent [2]. Cela peut sex-
pliquer par une pression mécanique, par un
processus inflammatoire dii a la croissance des
ostéophytes, ainsi que par les douleurs et les
crampes qui en résultent [4]. Lobstruction des
voies respiratoires nest pas fréquente en cas
d’'HSID cervicale, mais sa survenue représente
souvent une menace vitale. Les ostéophytes
pointus créent une irritation mécanique posté-
rieure de la zone cricoaryténoidienne par le
mouvement répétitif de frottement lors de la
déglutition et provoquent une inflammation
chronique secondaire de la muqueuse, qui en-
traine un rétrécissement du larynx et de Thypo-
pharynx [2]. La parésie du nerf récurrent est
également une complication rare de I'HSID
cervicale, que Karkas et al. expliquent par la
compression mécanique, la fibrose et l'arthrite
de Tlarticulation cricoaryténoidienne provo-
quées par les ostéophytes [2]. Karkas et al. dé-
crivent également la compression veineuse et
l'cedeme qu'elle provoque comme une cause
possible et renvoient a l'article de Verstraete et
al. [2, 6]. Le SAOS ne fait lui non plus pas par-
tie des symptomes fréquents de I'HSID cervi-
cale, mais peut se produire en cas dostéophytes
de trés grande taille. Les apnées nocturnes et le
stridor sont causés par leffet de pression pha-
ryngée des ostéophytes cervicaux [3]. En raison
de la stimulation possible du plexus pharyngé
par le nerf glossopharyngien et le nerf vague,
les personnes atteintes d’HSID cervicale
peuvent se plaindre dotalgie [2].

Sur le plan thérapeutique, une trachéoto-
mie d'urgence peut savérer indispensable en
cas dobstruction aigué des voies respiratoires.
En cas d'alimentation orale non adaptée aux be-
soins et de risque daspiration, la pose d’une
sonde nasogastrique ou PEG doit étre envisa-
gée. Le traitement chirurgical comprend I'abla-
tion des ostéophytes. Cela se fait par un acces
standard a la colonne cervicale (cervicotomie
antérolatérale) et les ostéophytes sont ensuite
enlevés a laide d’'une fraise boule de gros ca-
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libre. Los de THSID a une structure légérement
différente de celle de Tos de la vertébre, de sorte
que les limites sont claires. Dans le cas de
IHSID, il ne sagit pas dostéophytes dus a une
instabilité des vertébres cervicales. Par consé-
quent, aucune mesure de stabilisation nest né-
cessaire apres la décompression. En cas d’hy-
pertrophie asymétrique de la muqueuse, une
biopsie doit étre effectuée au préalable pour ex-
clure une malignité [2, 4].

En ce qui concerne Iévolution postopéra-
toire, il est important de mentionner que les
personnes atteintes d'une HSID présentent un
risque accru de récidive des ostéophytes, raison
pour laquelle un controle de suivi est recom-
mandé dix ans apres lopération [4].

L’essentiel pour la pratique

¢ Les patientes et patients atteints de la forme
cervicale de I’hyperostose squelettique idio-
pathique diffuse (HSID) peuvent présenter
divers symptémes au niveau de la téte et du
cou, tels que dysphagie, odynophagie,
dyspnée, dysphonie et otalgie.

e Apres avoir exclu une malignité et en pré-
sence d’une anamnése typique, il faut pen-
ser a temps au diagnostic différentiel d’HSID.

e Le concept thérapeutique nécessite un
traitement interdisciplinaire (phoniatrie, logo-
pédie, oto-rhino-laryngologie, neurochirur-
gie).
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