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Impact of osteopathic care on the chronic pain-fatigue presentation in Hypermo-
bile Ehlers-Danlos Syndrome
A randomised, controlled study

Abstract

Introduction: The Hypermobile Ehlers-Danlos Syndrome (hEDS) is a genetic connec-
tive tissue disorder causing a typical range of symptoms

Aim: To assess the efficiency of osteopathic care onto chronic symptoms as pain and
fatigue in patients presenting with a diagnosis of hEDS.

Methods: a randomised, controlled experimental study realised on 73 patients. These
were randomised in two groups: treatment (n=36) and control (n=37). Two osteopathic
treatments were applied. Fatigue and pain were measured using respectively the Piper
scale and the Multidimensional Pain inventory (MPI).

Results: For the treatment group, the mean improvement was 47.1% for fatigue
(p<0.001) and 39.9% for Pain (p<0.001). In the control group, Fatigue scores were stable
and Pain increased (p=0.004).

Conclusion: This short-term efficiency of Osteopathic Care on the management of Pain
and fatigue in hEDS patients has to be confirmed through long-term studies.

www.larevuedelosteopathie.com



Introduction

Le Syndrome d'Ehlers Danlos hypermobile (SEDh) est une
maladie génétique rare du collagéne, les patients atteints
souffrent souvent d'un tableau asthéno-algique chronique
typique. Les SED concernent entre 1/20 000 et 1/5 000
selon les auteurs, la prévalence du SEDh représente entre
80 et 90 % de la totalité des SED, de plus, 90 % des patients
atteints de SEDh seraient des femmes [1,2].

Le SED hypermobile et son diagnostic

L'échelle clinique somatosensorielle (ECSS-62) permet
d'identifier un SED sur 62 items divisés en quatre groupes
de symptomes [3] :

- manifestations cutanées (peau fine et transparente,
troubles de la cicatrisation, vergetures, etc.) ;

- désordres proprioceptifs sensitifs et sensitivomo-
teurs ;

- dysautonomie (frilosité / intolérance a la chaleur,
tachycardie, hypotension, troubles vasomoteurs des
extrémités, etc.) ;

- troubles de la perception sensorielle (audition, vi-
sion, olfaction, contrdle vestibulaire).

Atteinte héréditaire du tissu conjonctif et
hypermobilité articulaire

L'hypermobilité articulaire est historiquement un des
principaux signes d'identification des SED. Cette particu-
larité s'explique par le role des tissus conjonctifs [4]. Les
protéines des tissus conjonctifs apportent une résistance
ainsi qu'une certaine force aux différentes parties mobiles
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du corps (tendons, muscles, articulations, cartilages, liga-
ments) [5]. Lorsque ces protéines sont modifiées, ces par-
ties deviennent plus laches et élastiques que la normale. Ce
phénomene provoque une hypermobilité articulaire géné-
ralisée qui fragilise les structures [7,8] (figure 1).

Les SED se déclinent sous plusieurs formes différentes
impliquant des anomalies de la biosynthése des collagénes
L IletV [9-11].

Vivre avec le SEDh

Qualité de vie, introduction du tableau
asthéno-algique

Le SED type hypermobile serait la forme la plus fré-
quente parmi les formes de SED, il pourrait concerner
jusqu'a 90 % des SED. Parmi les différents types de SED,
celui-ci apparait comme le plus difficile a diagnostiquer
vu l'absence de test génétique. Le diagnostic est unique-
ment clinique. Dans 90 % des cas, ce sont les femmes qui
seraient concernées [12]. La douleur serait présente chez
93 % des patients de fagon chronique. Dans 96 % des cas
elle est associée a I'hypermobilité. Pour 85 % des cas, a une
mauvaise qualité de sommeil et serait un facteur déter-
minant dans la fatigue sévere rencontrée chez 95 % des
patients SEDh [3].

Les symptomes les plus présents dans le SEDh seraient
I'hypermobilité articulaire (96 %), la fatigue (95 %)
ainsi que les douleurs multiples rebelles et chroniques
(93 %) [10,13].

La fragilité tissulaire a pour conséquences différents
désordres proprioceptifs (dysautonomie) [14,15]. Les
capteurs qui informent les différents niveaux de régula-
tion des activités végétatives, extrapyramidales, pyrami-
dales, sensitives ou sensorielles (vision, audition, équi-
libre, tension, fréquence cardiaque, thermorégulation,
etc.) sont placés dans un tissu qui, du fait de la perte de
sa propriété physiologique, transmet les informations de
facon excessive (hyperesthésie, vertiges proprioceptifs
etc.) ou de fagon insuffisante (anesthésie, hypermétrie,
etc.) [16-18]. Des facteurs psychologiques et la kiné-
siophobie affectent potentiellement la chronicité de la
douleur et le handicap, notamment l'attention aux sen-
sations corporelles, les émotions négatives et les sché-
mas d'activité malsains (hypo / hyperactivité) associés a
I'hypermobilité [19,20].

Les traitements du SEDh

Les traitements sont uniquement symptomatiques. Les
patients SEDh sont fréquemment pris en charge par une
équipe de professionnels de santé effectuant un suivi
multidimensionnel, dans laquelle la communication
pluridisciplinaire et l'alliance thérapeutique sont des

Figure 1.— Hyperlaxité. A : apposition passive du pouce sur la face antérieure de I'avant-
bras. B : dorsi-flexion du cinquiéme doigt au-dela de 90°. C : hyperextension des coudes
au-dela de 10°. D : Genu recurvatum supérieur a 10°. E : Flexion antérieure du tronc avec
les genoux en extension. D'apres Germain [6].

clés [21].
Les traitements sont souvent multiples pour des
troubles multiples (digestifs, respiratoires, cardio-vas-
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culaires, musculo-squelettiques, immunologiques, gy-
nécologiques, ophtalmologiques, ORL, psychologiques,
dermatologiques, etc.). Les douleurs du SEDh étant
souvent rebelles et résistant aux antalgiques, un des
premiers traitements prescrits suite au diagnostic est en
général la mise en place de matériel orthopédique, a vi-
sée antalgique et de réduction de la fatigue, et I'oxygéno-
thérapie [21,22]. Viennent ensuite les autres traitements
symptomatiques tels que des traitements médicamen-
teux et la kinésithérapie [23-25], notamment les mas-
sages, la rééducation prorioceptive, la balnéothérapie et
l'apprentissage de la ventilation dirigée pour maitriser
la dyspnée et les blocages respiratoires [18,23]. La tolé-
rance aux exercices serait améliorée par le traitement
des restrictions de mouvements existantes et des dys-
fonctionnements biomécaniques a l'aide de techniques
manuelles [26].

SEDh et prise en charge ostéopathique

Le SEDh étant rare et sous-diagnostiqué, les prises en
charge ostéopathiques sont peu fréquentes. De plus, les
spécialistes du SEDh n'encouragent pas leurs patients a
consulter un ostéopathe par méconnaissance et crainte
des conséquences des manipulations de type HVBA, en
raison du risque de lésion des artéres irriguant le cer-
veau. « Pas de mobilisation articulaire violente ou répétée
(méme active) qui s'averent étre a l'origine de douleurs
intenses et durables. » [27].

Hypothéses et objectifs

La question se pose alors de savoir si une prise en
charge ostéopathique, pourrait améliorer le tableau
asthéno-algique. L'objectif de cette étude était d'évaluer
les effets d'une prise en charge ostéopathique a court
terme, sur le tableau asthéno-algique des sujets atteints
du SEDh [16]. Un objectif secondaire était d'évaluer
l'impact sur les nombreux troubles d'autorégulation pré-
sents dans le SEDh tels que la dysotaunomie [20] et les
troubles digestifs [21,22].

MATERIEL ET METHODES

Population et contexte

Les patients ont été recrutés via des associations de
patients (Sed'in France, SED 1+, Vivre avec le SED, GER-
SED), et des groupes de soutien a partir du réseau social
Facebook (SED'on nous, Sama Sed Masto Pots, Syndromes
Ehlers Danlos parlons-en), ainsi qu'avec l'aide de méde-
cins spécialistes du SED. Les patients étaient invités & nous
contacter par e-mail. Les prises en charge ont été effectués
dans la clinique de notre établissement d'enseignement
sur une période allant de juillet a octobre 2017, par une
étudiante de 5° et derniére année, qui était I'investigatrice
unique de I'é¢tude.
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Critéres d'éligibilité
Les patients devaient étre majeurs, diagnostiqués SEDh,
volontaires et ayant accepté de participer en signant un
formulaire de consentement libre et éclairé, sous traite-
ment médical ou non, et bénéficiant d'un traitement de
kinésithérapie ou non.
Les criteres de non-inclusion étaient :
- diagnostic de SED vasculaire ;
- chirurgie majeure datant de moins de six mois ;
- grossesse en cours.

Critéres d'exclusion

11 était prévu d'exclure les patients dans les cas suivants :

- absence au deuxieme rendez-vous avec impossibi-
lité de respecter un délai de report maximum de cinq
jours ;

- consultation d'ostéopathie ou de thérapie manuelle
moins d'un mois avant la premiere consultation, ou
pendant I'étude ;

- abandon en cours d'étude.

Etude

Type d'étude

1l s'agit d'une étude expérimentale controlée, randomi-
sée. Les patients du groupe traité ont bénéficié de deux
consultations avec prise en charge manuelle espacées de
deux semaines et ont rempli les questionnaires, puis d'une
troisieme consultation sans prise en charge manuelle
mais avec remplissage des questionnaires. Les patients du
groupe controle ne se sont pas déplacés et ont uniquement
répondu aux questionnaires.

Schéma de I'étude

Les critéres d'éligibilité étaient vérifiés lors d'un entretien
téléphonique par l'investigatrice. Chaque participant rece-
vait par courriel un formulaire de consentement libre et
éclairé qu'il renvoyait rempli a l'investigatrice par le méme
canal. Les patients étaient ensuite répartis de fagon aléa-
toire dans un des groupes. Cette répartition était effectuée
par blocs de tailles variables, a I'aide du logiciel Excel”.

Les patients du groupe traité recevaient un protocole de
prise en charge ostéopathique lors de deux consultations
espacées de deux semaines. Lors des consultations, le pro-
tocole de tests était identique pour chaque patient.

Les patients du groupe témoin n'ont regu aucune prise en
charge ostéopathique.

Méthodologie Pratique

Premiére consultation

Lors de la premiére consultation, le traitement était axé
sur la respiration et I'ampliation thoracique. En cas de per-
ception de restriction de mobilité, les techniques ostéopa-
thiques étaient appliquées aux régions des orifices supérieur
et inférieur du thorax, au bassin ainsi qu'aux structures apo-
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névrotiques cervicales et endothoraciques. Aucune mani-
pulation structurelle n'a été utilisée lors de cette étude.

Deuxieme consultation

La deuxieme consultation avait lieu deux semaines
apres. Elle était axée sur la sphere abdominale. Des
manipulations dites « de pompage hépatique » [28] ont
été réalisées sur les patients, complétées par un traite-
ment a visée neuromusculaire [29] sur les muscles res-
pirateurs accessoires En fin de séance, des techniques
myofasciales [30-36] étaient utilisées [25,37,38].

Critéres de jugement

Les criteres de jugement étaient renseignés a trois
reprises, quel que soit le groupe des patients. Pour ceux
du groupe traité, les données étaient recueillies lors du
premier (mesures 1) et du deuxieme (mesures 2) rendez-
vous deux semaines plus tard, avant la prise en charge
ostéopathique, puis lors d'un troisieme rendez-vous (me-
sures 3) a nouveau deux semaines plus tard.

Les patients du groupe témoin ont rempli les mémes
questionnaires selon le méme calendrier que les patients du
groupe traité. Les questionnaires étaient adressés par cour-
riel aux participants, sauf pour certains patients lourde-
ment handicapés, incapables de remplir les questionnaires
par eux-mémes pour cause de troubles moteurs induits par
le SEDh, ou sans matériel informatique, pour lesquels les
questionnaires étaient administrés par téléphone.

Critéres de jugement principaux

L'échelle de Piper

L'Echelle de Piper est utilisée pour évaluer la fatigue
de fagon multidimensionnelle [39]. Elle comprend 22
items explorant quatre dimensions de la fatigue. En pré-
vision des difficultés d'écriture dont souftrent certains
patients SEDh trés handicapés, une version simplifiée et
adaptée au SEDh a été utilisée. Cette version comprend
7 questions et n'est pas validée par une étude. Elle a été
choisie car plus courte et plus rapide a remplir ce qui
facilitait le recueil d'information pour cette pathologie.
Le score varie de 0 a 70. Plus le score est bas, moins la
fatigue est présente.
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Critéres de jugement secondaires

Un auto-questionnaire de 7 questions a été élaboré
dans le cadre de cette étude pour recueillir la présence
et la localisation des douleurs (cervicales, dorso-costo-
sternales, lombo-sacrales, épaules, hanches) ainsi que
la présence de certains troubles fréquemment associés
au SEDh (troubles du sommeil [11], respiratoires [16],
constipation [21,22])

Analyse des données

L'analyse a été effectuée en intention de traiter. Les don-
nées manquantes lors des mesures 2 et 3 ont été rempla-
cées selon I'hypothése du biais maximum :

- pour les variables quantitatives (échelle de Piper,
EMD), en imputant les plus mauvais scores observés
sur I'échantillon aux patients du groupe traité, et les
meilleurs scores aux patients du groupe témoin ;

- pour les variables qualitatives (présence de troubles
associés), en considérant qu'ils étaient encore présents
pour les patient du groupe traité, et absents pour les
patients du groupe témoin.

L'4ge, le suivi ostéopathique antérieur, les scores de
I'Echelle de Piper et de 'TEMD de chaque participant ont
été recueillis lors de l'inclusion. Des tests ANOVA avec
mesures répétées ont été utilisés pour comparer I'évolu-
tion des moyennes au cours des trois mesures. Des tests de
comparaison intergroupes a chaque temps (Student) et in-
tragroupes (Student apparié) étaient prévus en cas de dif-
férences significatives mises en évidence lors de ' ANOVA.

La fréquence des critéres de jugement secondaires a été
analysée par des tests Khi de Pearson pour les comparai-
sons intergroupes, et par des tests de Khi? de MacNemar
pour les comparaisons intragroupes

Pour chaque test, le seuil de rejet de I'hypothese nulle
était de 5 %.

RESULTATS

Description de la population

L'échantillon de I'étude (tableau I) comprenait 82 par-
ticipants : 71 femmes 4gées de (moyenne + écart-type)
40,7 £ 16,1 ans et 11 hommes agés de 36,2 + 15,7 ans,

L'échelle d'Evaluation Multidimensionnelle Tableau I.— Répartition des femmes et des hommes des deux groupes en

de la Douleur

fonction de leur suivi ostéopathique antérieur.

L'échelle d'Evaluation Multidimensionnelle de la Traités Témoins Total

Douleur (EMD) [40], traduction validée du Multi- Femmes

dimensional Pain Inventory, est un outil d'évalua- Avec suivi ostéopathique 13 13 26

tion de la douleur largement utilisé en clinique et Sans suivi ostéopathique 24 21 45

en recherche. Elle comprend 49 items explorant Total femmes 37 A 7

trois dimensions de la douleur. Comme pour Hommes

l'échelle de Piper, et pour les mémes raisons, une Avec suivi ostéopathique 1 3 4

version simplifiée et adaptée au SEDh a été utilisée. SEIER e P 4 3 7

Le score varie de 0 a 70. Plus le score est bas, moins Total hommes 5 6 1"
Total échantillon 42 40 82

la douleur est présente.
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Tableau II.— Description de la population de I'échantillon.

Groupe
Traité Témoin Ensemble
n =42 n =40 n = 82
Age (en années)
Femmes (n=71) 41,1 (154) 40,4 (17,2) 40,7 (16,1)
Hommes (n= 11) 31,8 (14,4) 39,8 (17,2) 36,2 (15,7)
Echelle de Piper
Femmes (n=71) 52,7 (8,2) 50,9 (8,4) 51,8 (8,3)
Hommes (n= 11) 51,8 (13,5) 52,8 (5,7) 52,4 (9,5)
Score EMD
Femmes (n=71) 52,8 (7,3) 50,4 (9,9) 51,6 (8,7)
Hommes (n = 11) 458 (9.2) 50,5 (10,1) 484 (9,5)

Les barres verticales représentent les intervalles de confiance a 0,95
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Figure 2.— Evolution des moyennes des scores de I'Echelle de Piper pour les patients des
deux groupes. Mesure 1 : score avant la premiére séance ; Mesure 2 : score deux semaines
aprés la premiere séance ; Mesure 3 : score deux semaines apres la deuxiéme séance.

Les barres verticales représentent les intervalles de confiance a 0,95
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Figure 3.— Evolution moyennes des scores de I'Inventaire Multidimensionnel de la Douleur pour
les patients des deux groupes. Mesure 1 : score avant la premiére séance ; Mesure 2 : score deux
semaines apres la premiére séance ; Mesure 3 : score deux semaines apres la deuxiéme séance.
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36,6 % bénéficiaient déja d'une prise en charge ostéopa-
thique et 23 étaient en invalidité : 15 traités et 8 témoins. A
l'inclusion, les moyennes des scores EMD et de |'Echelle de
Piper étaient comparables entre les femmes et les hommes
(tableau IT).

Neuf patients ont été perdus de vue en cours d'étude, six
dans le groupe traité et trois dans le groupe témoin.

Evolution des critéres de jugement

Echelle de Piper

Le test ANOVA avec mesures répétées montre une diffé-
rence significative entre I'évolution des scores de I'Echelle
de Piper du groupe traité et du groupe témoin (p < 0,001 ;
n* = 0,26 ; figure 2). Pour les patients du groupe traité,
l'amélioration temps par temps est significative entre la
mesure 1 (moyenne = 52,6 + écart-type = 8,8)) et la me-
sure 2 (41,4 + 12,4), (p < 0,001), ainsi qu'entre la mesure 2
et la mesure 3 (32,3 £ 19,1), (p < 0,001). L'amélioration
entre la moyenne des scores de la mesure 1 et de la me-
sure 3 est de 39 %. Pour les patients du groupe témoin, les
modifications ne sont pas significatives.

L'analyse intergroupes montre des différences significa-
tives lors de la mesure 2 (traités : 41,4 + 12,4 vs témoins :
49,4 + 9,3), (p < 0,001) et lors de la mesure 3 (traités :
32,3 £ 19,1 vs témoins : 50,0 + 7,8), (p < 0,001).

Aucun effet dii au genre ou aux antécédents de suivi os-
téopathique n'a été mis en évidence.

Score EMD

Le test ANOVA avec mesures répétées montre une dif-
férence significative entre l'évolution des scores EMD du
groupe traité et du groupe témoin (p < 0,001 ; #> = 0,31 ;
figure 3). Pour les patients du groupe traité, 'améliora-
tion temps par temps est significative entre la mesure 1
(moyenne = 52,0 * écart-type = 7,8) et la mesure 2
(44,1 £ 8,2), (p < 0,001), ainsi qu'entre la mesure 2 et la
mesure 3 (34,3 + 15,6), (p < 0,001). L'amélioration entre
la moyenne des scores de la mesure 1 et de la mesure 3 est
de 34 %. Pour les patients du groupe témoin, les modifica-
tions ne sont pas significatives.

L'analyse intergroupes montre des différences significa-
tives lors de la mesure 2 (traités : 44,1 + 8,2 vs témoins :
52,3 + 7,2), (p < 0,001) et lors de la mesure 3 (traités :
34,3 £ 15,6 vs témoins : 52,6 + 7,8), (p < 0,001).

Aucun effet dii au genre ou aux antécédents de suivi os-
téopathique n'a été mis en évidence.

Troubles associés

Pour le groupe traité, la prise en charge ostéopathique
a un impact statistiquement significatif sur le nombre
de patients souffrant de troubles du sommeil, de dou-
leurs des épaules, des hanches, du rachis et du thorax,
de constipation et de troubles respiratoires (fableau III).
Pour le groupe témoin, aucune diminution significative du
nombre de patients concernés n'est observée.

=R =G0 de I'Ostéopathie 9
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Tableau III.— Fréquence et p-valeurs intragroupes de la présence des troubles associés pour les deux groupes. Valeurs présentées sous
forme effectifs (%).

Groupe traité (n = 42) Groupe témoin (n = 40)

Temps 1 Temps 3 p-valeur Temps 1 Temps 3 p-valeur
Insommnies 36 (85,7) 27 (64,3) 0,008 31 (77,5) 27 (67.9) 0,13
Sommeil non réparateur 39 (92,9) 30 (71,4) 0,008 31 (77,5) 30 (75,0) 1,00
Sueurs nocturnes 19 (45,2) 12 (28,6) 0,02 22 (55,0) 22 (55,0) N/A
Douleurs épaules 38 (90,5) 26 (61,9) 0,003 40 (100,0) 36 (90,0) N/A
Douleurs hanches 33 (78,6) 25 (59,5) 0,013 27 (67,9) 24 (60,0) 0,25
Douleurs cervicales 35 (83,3) 18 (42,9) 0,001 35 (87,5) 31(77.9) 0,22
Douleurs dorso-costo-sternales 41 (97,6) 16 (38,1) < 0,001 34 (88,0) 31 (77,5) 0,37
Douleurs lombo-sacrales 30 (71,4) 11(26,2) < 0,001 32 (80,0) 30 (75,0) 0,48
Constipation 25 (59,5) 10 (23,8) < 0,001 29 (72,5) 29 (72.)9) 0,61
Troubles respiratoires 33 (78,6) 22 (52.4) 0,03 33 (82,5) 30 (75,0) 0,37

Aucun effet dii au genre ou aux antécédents de suivi os-
téopathique n'a été mis en évidence.

DISCUSSION

L'objectif de cette étude était d'évaluer les effets d'une prise
en charge ostéopathique sur le tableau asthéno-algique de
patients atteints du SEDh. Il s'agit d'un sujet inédit, aucun
essai comparatif n'ayant évalué jusqua présent limpact
d'une prise en charge ostéopathique sur cette population.

Les résultats

Pour le score de fatigue de Piper, la taille d'effet mesurée
par l'analyse de variance avec mesures répétées est de 0,26,
ce qui correspond dans le cadre de 'ANOVA, a une améliora-
tion modérée selon la classification proposée par Cohen [41].
Pour le groupe traité, l'amélioration du score de Piper apres la
deuxieme séance est de 39 %. La fatigue est trés présente dans
le SEDh et ce facteur entraine le plus souvent une mise en
arrét de travail pouvant aller jusqu'a l'arrét définitif de l'acti-
vité professionnelle [3,13,42-44]. 1l s'agit également d'un des
symptomes les plus difficiles a traiter car la fatigue est multi-
factorielle, et peu de traitements contre la fatigue ont démon-
tré leur efficacité dans le SEDh [21,40,45-48]. Pour le groupe
témoin, les variations ne sont pas significatives. A notre
conaissance, aucun essai comparatif n'ayant été réalisé sur
l'efficacité de l'ostéopathie ou des thérapeutiques manuelles
sur la fatigue du SEDh, nous ne pouvons pas confronter nos
résultats a la littérature.

On observe une amélioration de 34 % du score de douleur
EMD deux semaines apres la deuxiéme séance pour le groupe
traité. Ce résultat est cliniquement intéressant : ces douleurs
fréquentes sont souvent source d'isolement pour les patients
SEDh ou deviennent méme invalidantes [43,49,50]. Appor-
ter aux patients l'opportunité de les réduire pourrait dans
certains cas, leur permettre de continuer ou reprendre cer-
taines activités qui leur auraient été impossible par le passé.

Dans le groupe traité, les réponses au questionnaire sur les
troubles associés montrent une diminution de la proportion
de patients souffrant de troubles du sommeil, de douleurs
des épaules, des hanches, du rachis et du thorax, de constipa-
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tion et de troubles respiratoires. Aucune modification signi-
ficative n'est observée pour les patients du groupe témoin.
La comparaison des résultats de la présente étude avec la lit-
térature apporte peu d'informations : en chiropratique, seule
la douleur a été mesurée dans deux études, l'une portant sur
un cas unique [51] et l'autre sur deux cas [52], avec des amé-
liorations comparables avec notre étude. Il en est de méme en
kinésithérapie [53] avec un suivi de cas de SEDh sur la douleur.

La population de I'étude

La population de I'étude s'élevait a 82 patients ce qui est
relativement peu pour un essai comparatif mais qui s'avere
étre une population élevée dans le cadre d'une étude sur
une pathologie considérée comme rare.

La structure de l'échantillon de notre population cor-
respond a celle de I'ensemble de la population SEDh. En
effet, I'échantillon comprenait 87 % de femmes, ce qui est
conforme a la littérature [10] ; la moyenne d'4ge est de
40,7 £ 16,1 ans, ce qui est conforme aux populations re-
crutées lors d'autres études [11,16,22]. Le taux de patients
invalides est de 28 % dans cette étude. L'invalidité est fré-
quente dans la population SED, les symptomes et diffé-
rents troubles pouvant devenir handicapants et conduire a
un arrét de l'activité professionnelle [46].

La majorité des participants habitait en région parisienne,
car les deux consultations devaient étre effectuées a Paris.
A cela s'ajoute le fait que les spécialistes du SEDh sont peu
nombreux en région parisienne. Les participants de cette
étude étaient donc souvent suivis par les mémes spécia-
listes, avec des prises en charge et des traitements tres
semblables. La proximité géographique des participants de
I'étude peut donc étre considérée comme un biais de sélec-
tion. Certains patients SEDh vivent dans des régions ot un
suivi complet peut étre difficile mais surtout chronophage
et énergivore, ce qui peut étre délétere pour des patients
souffrant de troubles chroniques.

L'effectif des patients n'ayant jamais bénéficié de consulta-
tions ostéopathiques est fortement supérieur a celui des pa-
tients ayant un suivi régulier. Les médecins spécialistes des
SED sont nombreux a déconseiller les consultations ostéo-
pathiques, néanmoins, plus d'un tiers des patients de notre
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échantillon (36,6 %) avaient déja consulté un ostéopathe, ou
bénéficiaient d'une prise en charge ostéopathique en cours
au moment de l'inclusion.

La proportion de perdus de vus en cours d'étude est de
11 % : 14 % dans le groupe traité et 8 % dans le groupe té-
moin. La proportion plus élevée dans le groupe traité peut
s'expliquer par les contraintes de déplacement appliquées
uniquement aux patients du groupe témoin. L'Analyse en In-
tention de Traiter (AIT) a été effectuée en appliquant I'hypo-
these du biais maximum, ce qui crédibilise les résultats [54].

Biais et limites

La présence d'un groupe témoin a permis de comparer
les résultats du groupe traité avec les variations sponta-
nées. La répartition dans les deux groupes était faite par
randomisation afin de controler un éventuel biais de sé-
lection. La description de 'échantillon met en évidence la
comparabilité des deux groupes apres randomisation.

Chaque patient du groupe traité a été recu dans les
mémes locaux et les mémes conditions, dans l'optique
de limiter toute influence environnementale négative ou
positive. De plus, les consultations ont toujours été menées
par le méme praticien afin de ne pas étre soumis a un biais
de variabilité inter-opérateur.

Les critéres de jugement principaux ont été recueillis
par des échelles adaptés a la problématique et a la patho-
logie étudiée, mais sous une forme allégée : la population
de l'étude pouvait potentiellement inclure des patients
avec des formes cliniques trés invalidantes : la population
finalement recrutée comprenait plusieurs patients avec
des déficits moteurs graves, incapables de se mouvoir
par leur propre moyens, certains étant alités 22 heures
par jour. Il était donc inconcevable de pouvoir utiliser
les échelles completes, de Piper pour la fatigue, et d'Eva-
luation Multidimensionnelle de la Douleur. Ce choix
méthodologique limite la validité externe de I'étude.

La présence de troubles associés était évaluée par un
questionnaire élaboré dans le cadre de cette étude pour
explorer différentes répercussions du SEDh. Ce question-
naire comprenait des questions fermées avec deux moda-
lités de réponses (Oui ; Non). Une échelle ordinale de type
Lickert aurait permis de prendre en compte de maniére
plus fine les améliorations des symptomes. D'autre part,
les questionnaires étaient remplis immédiatement lors du
troisieme rendez-vous par les patients du groupe traité.
Cependant, pour certains patients trés handicapés ayant
des difficultés pour écrire, les questions étaient posées ora-
lement par l'investigatrice qui notait ensuite les réponses.
Les patients du groupe témoin recevaient les question-
naires par courriel, les remplissaient et les renvoyait scan-
nés a l'investigatrice. Pour les patients qui n'étaient pas
équipés du matériel informatique nécessaire et pour ceux
qui ne pouvaient écrire, le questionnaire était administré
par téléphone. Les résultats de ces critéres de jugement
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secondaires ont pu étre influencés par des biais générés
par ces contraintes logistiques. Néanmoins, les différences
d'amélioration sont suffisamment importantes entre les
deux groupes pour considérer les résultats avec confiance.

La période de prise en charge des patients était limi-
tée dans le temps (entre juin et octobre 2017), ce qui a
apporté un effectif important de patients lors de fortes
chaleurs et qui aurait pu impacter les résultats. Cepen-
dant, les deux groupes étaient contemporains, ce qui a
permis de controler ce biais potentiel.

La prise en charge ostéopathique évaluée, bien que
respectant la notion d'approche systémique en ostéopa-
thie, n'était pas en rapport avec les plaintes spécifiques
de chaque patient. Le protocole prévoyait d'intervenir
sur les mémes zones chez tous les patients du groupe
traité, et de traiter les restrictions de mobilité de ces
zones, sans tenir compte de la plainte ou de I'historique
de chaque patient. Des résultats différents auraient pu
étre obtenus dans le cas d'un traitement plus spéci-
fique, ou d'une prise en charge bio-psycho-sociale sur
mesure pour chaque patient. Cependant, le protocole
respectait deux critéres importants : celui d'étre adapté
a la pathologie et de favoriser la reproductibilité expé-
rimentale de I'étude.

Conclusion

Les patients SEDh souffrent de troubles qui impactent
directement la qualité de vie, ainsi que leur capacité
d'intégration a la société, notamment dans le monde du
travail. Le SEDh est un syndrome qui atteint I'ensemble
du corps de fagon multi-systémique. Les résultats a
court terme, significativement positifs que nous avons
pu observer lors de cette étude sont un argument en
faveur de la nécessité d'encourager plus de recherche
concernant la place d'une prise en charge ostéopathique
sur le long terme. Dans un second temps ces résultats
positifs pourraient encourager l'intégration de 'ostéo-
pathie au sein d'une équipe pluridisciplinaire de suivi
d'un patient SEDh. De plus, aucun effet secondaire ou
négatif ne nous ayant été signalé, cette étude pourrait
amener les médecins spécialistes du SED a reconsidé-
rer leurs conseils vis a vis de l'ostéopathie, en tout cas
dans la prise en charge d'un SEDh. Les patients, béné-
ficieraient ainsi d'une prise en charge complémentaire
aux traitements médicamenteux pour contribuer a la
gestion du tableau asthéno-algique sur le cours terme. I1
s'agit principalement de soulager la douleur et la fatigue
chronique, mais également les troubles associés, tels
que les troubles du sommeil, les troubles respiratoires,
les troubles du transit qui sont également épuisants et
douloureux au quotidien [16,21,22].

Les perspectives apportées par cette étude concernent
l'intégration de l'ostéopathie dans la prise en charge des
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10.

11.

12.

13.

patients SEDh. Il s'agit d'atténuer les préjugés al'encontre
de l'ostéopathie dans ce milieu, et apporter un argument
en faveur de la présence d'ostéopathes dans les centres
de suivi ou centres de références du SEDh. Ou du moins
d'une collaboration entre les différents professionnels
de santé et les ostéopathes dans le cadre du suivi d'un
patient SEDh.

Cette pathologie est peu connue des ostéopathes, du
corps médical et les médecins spécialistes du SEDh
orientent peu les patients vers l'ostéopathie [19]. La pré-
sente étude peut sensibiliser les professionnels de l'ostéo-
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Evaluation de I'impact d’une prise en charge ostéopathique sur le tableau asthéno-algique chronique dans le
Syndrome de Ehlers Danlos type hypermobile. Etude contrélée, randomisée.

Résumé

Introduction : Le Syndrome de Ehlers Danlos hypermobile (SEDh) est une maladie génétique du collagéne a l'origine
d’un tableau asthéno-algique chronique typique.

Objectif : Evaluer l'efficacité d’une prise en charge ostéopathique sur les critéres chroniques de fatigue et douleur chez
les patients diagnostiqués SEDh

Méthodes : Ftude expérimentale contrélée, randomisée réalisée sur 73 patients répartis aléatoi-rement en deux
groupes, (traité n = 36) et témoin (n = 37). Deux consultations ostéopathiques ont été effectuées. La fatigue et la douleur
ont été évaluées respectivement par I'échelle de Piper et I'inventaire Multidimensionnel de la Douleur.

Résultats : Chez les patients traités, 'amélioration moyenne est de 47,1 % pour la fatigue (p < 0,001) et de 39,9 % pour
la douleur (p < 0,001). Pour les patients témoins, les scores de fatigue ne varient pas significativement et la douleur est

augmentée (p = 0,004).

Conclusion : Ce bénéfice a court terme d’une prise en charge ostéopathique sur la fatigue de la douleur dans le SEdh
est a confirmer par des études a long terme.

Conflits d’intéréts : les auteurs déclarent n’avoir aucun conflit d’intéréts en lien avec cet article.
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