FAITS CLINIQUES — CASE REPORTS
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SYNDROME NEUROLOGIQUE APRES REDUCTION ORTHOPEDIQUE
D’UNE SUBLUXATION CI1-C2
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SUMMARY : Os odontoideum.

A case of os odontoideum associated with a C1-C2
subluxation is described. During the reduction proce-
dure by external manipulation, bulging of the mem-
brana tectoria resulted into medullary compression
followed by a neurological syndrome.

An occipito-C2 arthrodesis was performed later on
when the neurological status recovered back to normal.
The case reported underlines the possibility of neuro-
logical damage following closed reduction of a C1-C2
subluxation, while the surgical procedure should not
be incriminated. The pathogenic mechanism may not
be properly understood if closed reduction is followed
by surgical treatment during the same session.

Keywords : os odontoideum ; subluxation ; closed re-
duction ; neurological syndrome.

Mots-clés : os odontoideum ; subluxation ; réduction
orthopédique ; syndrome neurologique.

INTRODUCTION

La présence d’une subluxation C1-C2 sur ano-
malie de 1'odontoide peut €tre asymptomatique
ou s’accompagner d’un déficit neurologique. S’il
parait judicieux de vouloir réduire le déplacement,
cela n’est pas sans risque, notamment chez les
patients neurologiques, porteurs d’un syndrome
de Down ou présentant un déplacement fixé (4).
[altération du statut neurologique est-elle impu-
table & la réduction ou a la technique d’arthrodése
qui lui est associée ? Nous décrivons le cas d’une
subluxation CI1-C2 asymptomatique chez un en-
fant qui a développé un syndrome neurologique
apres réduction orthopédique.
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OBSERVATION

Melle ST..., agée de 4 ans et demi, était admise
dans le service pour mise au point d’un ressaut
survenant lors de ’extension du rachis cervical.
Ce ressaut fut découvert lors de ’instillation de
gouttes nasales. I'enfant était né prématurément
(7 mois et demi) par césarienne. Il s’agissait d’une
grossesse gémellaire bivitelline. Le poids a la nais-
sance ¢était de 1,9 kg. Un séour de 15 jours en
couveuse a été nécessaire. Au 8™ mois postnatal,
I’enfant tombait dans les escaliers. 'examen cli-
nique réalisé par le pédiatre était négatif et aucune
radiographie n’a été réalisée.

Jusqu’a I’hospitalisation, ’enfant et son frére
jumeau ont présenté un développement psycho-
moteur normal. A lexamen clinique d’entrée,
Penfant avait un poids de 13 kg 800 pour une taille
de 98,5 cm. La mobilité du rachis cervical était
normale en flexion, limitée en rotation. La sensa-
tion de ressaut était reproductible lors de 1’exten-
sion. Cela ne s’accompagnait d’aucun phénoméne
douloureux. ’examen neurologique était normal.

La radiographie & I’admission mettait en évi-
dence une subluxation antérieure (11 mm) de C1
sur C2 avec une solution de continuité au sein
de la dent (Fig. 1A). Les clichés dynamiques ne
montraient aucune aggravation du déplacement
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Fig. I. — A : Subluxation antérieure de 11 mm de C1 sur C2. Anomalie de Podontoide : os odontoideum. -~ B : Radiographic
44 ans de recul. Arthrodése occiput-C3 solide. Canal cervical normalisé.

lors de la flexion et confirmaient la réduction de
la subluxation en extension. 11 n’existait pas d’in-
stabilité¢ postérieure.

Le fragment distal de 'odontoide restait parfai-
tement solidaire de l’arc antérieur de CL. Il n'exis-
tait pas d’autre anomalie de la charniére occipito-
cervicale. Le scanner avec reconstruction tridimen-
sionnelle confirmait Ja subluxation avec rétrécis-
sement du canal médullaire & 9 mm.

Au vu de ces images radiographiques, nous
avons posé le diagnostic d’os edontoideum.

L'enfant a été immobilisé en position de réduc-
tion par un «HALO-CAST» en fibre de carbone.
Aprés réduction, Vexamen neurologique mettait
en évidence une hyperréflexie des membres infé-
rieurs associée 4 un Babinski bilatéral. 11 n’y avait
aucun déficit moteur.

Au niveau des membres supérieurs, 'évaluation
neurclogique était plus difficile & réaliser du fait
de Iappareillage d’une part et de la mauvaise col-
laboration de l'enfant d’autre part. Les potentiels
évoqués somesthésiques se situaient dans les limites
de la normale,

La résonance magnétique nucléaire montrait un
rétrécissement canalaire 3 § mm au niveau CI-C2
et cela malgré la réduction de subluxation. Ce

a2

rétrécissement était dfi 4 un bombement de la

membrana tectoria (Fig. 2A). 11 existait 4 ce niveau
un discret oedéme de la meelle.

Fig. 2. — A : Résonance magnétique nucléaire post-réduc-
tion (T2). Cempression médullaire par un bombement de la
membrana tectoria, — B: Résonance magnétiqgue nucléaire
4 2 ans de recul {T2). Absence de compression médullaire.
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Deux mois aprés la réduction orthopédique de
la subluxation, P’enfant normalisait son examen
neurologique. Une arthrodése occiput-C2 était
réalisée sans aucun geste de décompression asso-
ciée. La greffe a été apposée aprés avivement des
surfaces receveuses. Aucun cerclage n’a été utilisé.
La greffe a été fixée a occiput par une vis. Un
complément de greffe était réalisé & 4 mois pour
pseudarthrose entre ’atlas et Iaxis. Ce geste est
a lorigine de I’extension de I’arthrodése a C3.

Le «<HALO-CAST)» était retiré 8§ mois aprés sa
pose.

A 2 ans de recul, la résonance magnétique
nucléaire montrait la restauration d’un canal de
diameétre normal sans signe de souffrance médul-
laire (Fig. 2B). A 4 ans de recul, la radiographie
confirmait la solidité de I’arthrodeése qui allait de
locciput a C3 (Fig. 1B). L'enfant vivait norma-
lement. I’examen clinique du rachis cervical ne
montrait pas de déficit de la mobilité. Le statut
neurologique était normal.

DISCUSSION

L’os odontoideum est une anomalie rare de
l’odontoide qui a longtemps été considérée comme
une malformation congénitale. Fielding et al. (2)
furent les premiers a évoquer l'origine traumatique
de cette anomalie. L’os odontoideum peut &tre
asymptomatique ou s’accompagner de manifesta-
tions cliniques allant de la céphalée a la myé¢lo-
pathie cervicale. L.a symptomatologie est liée a
Pinstabilité. Le déplacement anormal de CI par
rapport a C2 va entrainer soit un rétrécissement
du canal cervical responsable dans certains cas
d’une compression médullaire (5), soit d’une baisse
de flux ou d’une lésion de l’artére vertébrale avec
une symptomatologie centrale (1).

Pour Hardy et al. (3), le diamétre critique du
canal cervical serait de 10 mm. Dans la série de
Spierings et Braakman (5), les patients avec des
plaintes neurologiques permanentes avaient un
canal réduit a 9,4 mm.

Dans le cas que nous décrivons, le diamétre
canalaire a ét¢ mesuré & 9 mm au scanner avant
réduction. [’absence de symptdmes neurologiques
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peut s’expliquer par la déformation de la dent
rendant la sténose moins agressive pour le névraxe
et P’absence d’instabilité en flexion. La présence
d’une instabilité¢ de 10 mm ou plus entre Cl et C2
est pour Smith ez al. (4) une indication chirurgicale
surtout si une progression est notée dans 1’insta-
bilité ou si des douleurs ou une symptomatologie
neurologique sont attribuables & cette instabilité.

La chirurgie par arthrodése ou réduction-arthro-
deése n’est pas un geste anodin pouvant présenter
des complications neurologiques sérieuses notam-
ment dans les syndromes de Down, les subluxa-
tions fixées et les cas avec symptdmes neurolo-
giques préexistants (4).

Aucune publication ne relate la survenue d’un
syndrome neurologique apres réduction orthopé-
dique d’une subluxation CI1-C2. L’originalit¢ du
cas présenté réside dans le fait que la réduction
a normalisé le diamétre du canal osseux, mais a
entrainé un bombement de la membrana tectoria,
réduisant 1’espace disponible pour le névraxe a
8 mm. La subluxation s’est installée progressive-
ment, comme en témoigne la déformation de la
base de l'odontoide, avec étirement des éléments
ligamentaires. Lors de la réduction du déplace-
ment, cet exces tissulaire a fait protrusion dans
la canal. '

Il ne s’agit pas d’un épaississement des structures
ligamentaires comme on peut en voir dans certains
syndromes malformatifs associés & une instabilité
CI1-C2 (6).

Si nous avions réalis¢ une arthrodeése dans le
méme temps que la réduction avec passage d’un
cerclage sous I’arc de Cl, on aurait vraisembla-
blement aggravé la sténose et ses conséquences
neurologiques. La responsabilité de I’arthrodese
aurait ét¢ évoquée dans la genése des complica-
tions neurologiques. Face a une subluxation C1-C2
non fixée, nous préconisons la réduction ortho-
pédique suivie d’une immobilisation pour surveil-
lance neurologique. L’arthrodése ne sera réalisée
que si 'examen neurologique est normal. Si la
subluxation est fixée, une tentative de réduction
sous traction progressive sera effectuée. Si la trac-
tion n’a pas d’effet, une arthrodése in situ devra
étre discutée, associée ou non a un geste décom-
pressif.
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SAMENVATTING

O. HIMMER, A. VANCALSTER, L. LOOTVOET,
J. P GHOSEZ. Os odontoideum.

De auteurs stellen een geval van een os odontoideum
voor, gepaard met een subluxatie van C1-C2. Bij de

orthopedische reductie is een neurologisch syndroom
ontstaan door een compressie van het ruggemerg, door
het uitpuilen van de membrana tectoria. Een arthro-
dese occiput-C2 werd na normalisering van de neurolo-
gische toestand uitgevoerd. Door deze gevalsbeschrij-
ving willen de auteurs de mogelijkheid aantonen van
neurologische complicaties na reductie arthrodese van
een subluxatie C1-C2, niet te wijten aan de chirurgische
techniek.

RESUME

O. HIMMER, A. VANCALSTER, L. LOOTVOET,
J. P. GHOSEZ. Os odontoideum.

Les auteurs présentent le cas d’un os odontoideum
associé¢ a une subluxation C1-C2. Lors de sa réduction
orthopédique, un syndrome neurologique est apparu
du fait d’une compression médullaire par un bombe-
ment de la membrana tectoria. Une arthrodese occiput-
C2 a été réalisée secondairement apreés normalisation
de Pétat neurologique. Par la présentation de ce cas,
les auteurs expliquent la possibilité de complications
neurologiques apreés réduction-arthrodeése d’une sub-
luxation CI1-C2 sans que la technique chirurgicale n’en
soit responsable.
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