LE CAS CLINIQUE DU MOIS
Une cause rare de myélopathie thoracique :
I’ossification des ligaments jaunes

F. PaLLatzky (1), PH. GILLET (2)

RisumE : Lossification des ligaments jaunes (OLJ) thora-
ciques est une cause rare de myélopathie. Plus fréquemment
décrite au Japon et dans I’est de ’Asie, plusieurs cas ont
été récemment rapportés chez des sujets occidentaux. Nous
décrivons ’histoire d’un patient, porteur d’un canal lombaire
étroit asymptomatique, présentant un tableau de compression
médullaire lente avec une composante cordonale postérieure
et un niveau sensitif en D12. Le diagnostic d’OLJ thoracique
fut posé rétrospectivement grace a I'imagerie. La littérature
fut ensuite revue en s’attardant sur I’épidémiologie, la physio-
pathologie, les présentations, le traitement et le pronostic de
POLJ thoracique associée ou non a un canal lombaire étroit.
Mots-cLEs : Ossification des ligaments jaunes - Rachis thora-
cique - Canal lombaire étroit - Myélopathie thoracique

A RARE CAUSE OF THORACIC MYELOPATHY :

THE OSSIFICATION OF THE LIGAMENTUM FLAVUM
SummARY : Ossification of the ligamentum flavum (OLF) is a
rare cause of thoracic myelopathy. Mostly described in Japan
and East Asia, a number of cases have recently been repor-
ted in western subjects. We present the case of a patient, an
asymptomatic carrier of lumbar canal stenosis, presenting
with a slowly progressive posterior cord compression and a
T12 sensitive level. The diagnosis of thoracic OLF was retros-
pectively made thanks to medical imaging. We reviewed the
literature and focused on the epidemiology, physiopathology,
presentation, treatment and prognosis of the thoracic OLJ
with or without lumbar spinal stenosis.

Keyworbps : Ossification of the ligamentum flavum - Thoracic
spine - Lumbar spinal stenosis - Thoracic myelopathy

INTRODUCTION

L’histoire que nous rapportons est celle d’un
patient atteint d’une myélopathie thoracique
lentement progressive dont le diagnostic étio-
logique ne fut posé qu’a posteriori. En effet,
I’ossification des ligaments jaunes thoraciques,
responsable de cette complication, est une
pathologie tres rare, fort peu connue dans le
monde occidental. Ce n’est qu’aprés consul-
tation de la littérature et révision des images
radiologiques que nous avons pu affirmer ce
diagnostic.

DESCRIPTION CLINIQUE

Monsieur I. est italien d’origine et agé de 54
ans. Dans ses antécédents, nous retrouvons une
fracture de rotule gauche (1995) traitée chirur-
gicalement par cerclage. On note également
un canal lombaire étroit en L2-L3 et, dans une
moindre mesure, en L.3-L4, responsable d’une
crise hyperalgique de lombo-cruro-sciatalgie
en 2008.

Il se présente aux urgences en septembre
2014 pour démarche «&brieuse», paresthésies,
hypoesthésies au niveau des deux fesses irra-
diant dans les membres inférieurs et ceci, de
fagon plus importante a droite qu’a gauche.
Aucune parésie des membres inférieurs n’est
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notée; la marche selon les trois modes n’est
pas déficitaire, le Mingazzini est tenu. Le signe
de Lasegue est négatif bilatéralement et les
réflexes ostéo-tendineux rotuliens et achilléens
sont normaux.

Une radiographie de colonne lombaire ne
révele aucun élément pathologique nouveau et
il est décidé de laisser rentrer le patient avec un
traitement antalgique classique. Un scanner de
colonne lombaire et une consultation chez son
orthopédiste sont préconisés.

Le lendemain, le patient se présente a nou-
veau aux urgences en décrivant des difficultés
urinaires et des dysesthésies au niveau du bas-
sin. Il explique également avoir des troubles
de 1I’¢équilibre avec impression de décharges
¢lectriques dans les jambes lors de la mise en
charge.

Un scanner de colonne lombaire est effectué
et un avis orthopédique demandé. Le scanner
confirme le canal lombaire étroit, mais aucun
nouvel élément iconographique ne permet
d’expliquer cette décompensation. A 1’exa-
men clinique, la marche talon-pointe est réa-
lisée, mais elle est ataxique; le testing de la
force musculaire est bon et les réflexes ostéo-
tendineux ne sont ni trop vifs, ni affaiblis. Un
nouvel élément clinique est maintenant décrit :
un niveau sensitif en D12. Une compression
médullaire, avec notamment atteinte cordo-
nale postérieure, est soupgonnée et une ima-
gerie par résonance magnétique de la colonne
dorso-lombaire réalisée. Une petite hernie dis-
cale postéro-latérale droite est décrite en D10-



DI11. D’aspect stable par rapport a un examen
datant de 2009, elle semble déformer la face
antéro-latérale droite du cordon médullaire et
appliquer celui-ci contre 1’arc postérieur. Tou-
jours sur le versant postéricur de ce niveau ver-
tébral, la dure-mére parait focalement épaissie.
Tout ceci entraine une altération de signal de
la moelle en séquence STIR, signant une souf-
france médullaire.

Une intervention chirurgicale est alors déci-
dée en urgence; elle consiste en une laminec-
tomie bilatérale en D10-D11 associée a une
facettectomie partielle. Le sac dural est libéré
en enlevant la capsule articulaire et le ligament
jaune.

On note la disparition progressive des
troubles sensitifs et mictionnels présents en
pré-opératoire et, aprés cing jours d’hospitali-
sation, le patient quitte le service de Chirurgie
orthopédique.

Le patient a été revu a 15 jours et a 6
semaines : tandis que persiste une légere hypo-
sensibilité de la face antérieure de la cuisse
droite, I’hyposensibilité du bassin a compléte-
ment disparu et la marche est de nouveau nor-
male.

DISCUSSION

L’OLJ est une pathologie relativement rare
dans la population caucasienne; elle a ten-
dance a s’exprimer plus fréquemment dans
I’est de 1’Asie et, particuliécrement, au Japon.
L’OLJ, qui a été décrite pour la premicre fois
par Polgar dans les années 1920 (1), se carac-
térise par I’hypertrophie des ligaments jaunes
et la présence, en leur sein, de zones de méta-
plasie osseuse. Responsable de myélopathie
de gravité variable et d’apparition insidieuse,
cette pathologie touche un peu plus fréquem-
ment les hommes de 40 a 60 ans en causant un
rétrécissement du canal médullaire thoracique.
Généralement, seuls un ou deux étages verté-
braux sont impliqués, alors que c’est la partie
basse de la colonne thoracique (D10-12) qui
est le plus souvent touchée. Le plus fréquem-
ment, une laminectomie bilatérale associée a
une excision du ligament jaune est requise. On
note une bonne récupération fonctionnelle dans
environ 50 % des cas.

PHYSIOPATHOLOGIE

Le ligament jaune (LJ) est un tissu conjonctif
qui connecte deux lames vertébrales adjacentes
en reliant le pdle postéro-supérieur de la lame
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caudale au poéle antéro-inférieur de la lame
rostrale. Les LJ sont séparés médialement par
I’axe médian (apophyse épineuse, ligaments
inter-épineux, sur-épineux...) et s’étendent
latéralement vers la face antérieure des arti-
culaires postérieures. La face antérieure du LJ
est séparée du sac dural par de la graisse épi-
durale. Les LJ sont artificiellement divisés en
deux parties : la portion capsulaire et la portion
interlaminaire, permettant d’expliquer la phy-
siopathologie et la classification de 1’OLJ qui
seront abordées plus loin.

Deux grandes théories s’opposent pour expli-
quer le développement de 1’OL1J : les causes
intrinséques (facteurs génétiques, alimentaires,
environnementaux, métaboliques,...) et les
causes extrinséques (altérations biomécaniques
dues a des traumatismes, a des surcharges
mécaniques,...). Jusqu’il y a quelques années,
la théorie des causes intrinséques était privilé-
giée au vu de la prépondérance de la patholo-
gie dans certaines parties du monde. Depuis la
description de cas dans toutes les régions du
globe, la théorie des facteurs biomécaniques a
pris beaucoup d’importance.

En raison de sa relative immobilité, notam-
ment a cause de la présence de la cage thora-
cique, la colonne thoracique est contrainte a
des mécanismes différents de ceux impliqués
dans les processus dégénératifs habituellement
rencontrés dans les segments cervicaux et lom-
baires, soumis a une hyper-mobilité. Le rachis
thoracique est le lieu de prédilection pour le
développement de 1’0OLJ, car il est suffisam-
ment mobile pour subir des contraintes en ten-
sion nécessaires au déclenchement de 1’OLJ,
mais aussi suffisamment stable pour permettre
le développement ultérieur de cette ossifica-
tion. Méme si I’origine physiopathologique de
I’OLJ reste peu claire, différentes études - plus
ou moins récentes - (2, 3) ont démontré que
lorsque les forces de tension augmentent au
sein des LJ, une modification de I’expression
des génes ayant des propriétés ostéogéniques
est induite.

Histologiquement, on remarque que néovas-
cularisation, regroupement du fibrocartilage et
des cellules cartilagineuses ainsi qu’hypertro-
phie et désorganisation des fibres élastiques
dans les LJ sont des préalables a I’OLJ. Grace
a des études immunohistochimiques sur des
LJ ossifiés (3-6) on a pu mettre en évidence
la surexpression de collagéne de types I et II,
de BMP-2, de TGF-béta, de VEGF, d’IL-6 et 8
ainsi que d’ARN messager de Runx2, Sox9, ...
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expliquant les phénomeénes cités ci-dessus. Par
ailleurs, une étude récente de recherche fonda-
mentale (7) a démontré que la présence d’un
disque intervertébral dégénéré et hernié (ce
qui est le cas chez notre patient) dans 1’envi-
ronnement d’un LJ induisait une production
importante de cytokines pro-inflammatoires
(IL-1alpha, IL-6, TNF-alpha, PGE2 et oxyde
nitrique). Ces phénomeénes sont associés a une
augmentation de synthése d’ADN et d’ARN
messagers codant pour du collagéne de type I,
IL, III, V et XI ainsi que pour de I’ostéocalcine
a D’origine de I’hypertrophie et 1’ossification
des LIJ. Certaines cellules du LJ pouvant, dés
lors, subir une métaplasie (en chondroblastes,
fibroblastes ou ostéoblastes), on comprend, en
partie, les mécanismes cellulaires soutenant le
déclenchement et le développement de 1’OLJ.

L’ossification semble débuter de la portion
capsulaire et progresser vers la partie inter-
laminaire des LJ. Dans le plan transverse, le
front d’ossification démarre de la partie pos-
térieure du canal médullaire s’étendant vers le
sac dural. La progression dans le sens céphalo-
caudal semble étre également la régle. Cette
évolution physiopathologique a permis a Sato
(cité dans 2, 8) de classer la pathologie en cinq
stades (Fig. 1).

EPIDEMIOLOGIE

L’OLJ est une pathologie présente de fagon
prédominante en Asie de I’Est, particuliérement
au Japon. Une des explications de cette réparti-
tion, peut étre 1’adoption plus fréquente d’une
position d’accroupissement dans cette popula-
tion (2). D’aprés une étude épidémiologique
datant de 2013 (9), la prévalence standardisée
de I’OLJ dans une population asiatique serait
de 63,9 %. La prévalence serait un peu plus
¢levée chez les hommes (68,5 %) que chez les
femmes (59,0 %), de méme que la plus haute
prévalence est retrouvée dans le groupe d’age
de 50 a 59 ans. Il faut noter que d’autres études
(10, 11) rapportent des taux de prévalence entre
3,8 et 6,2 %, mais les techniques d’imagerie
(radiographie ou IRM) permettant d’identifier
I’OLJ, s’averent étre peu spécifiques et ont
donc tendance a sous-estimer la prévalence. 11
faut signaler que la prévalence de 1’OLJ symp-
tomatique et/ou a opérer est nettement plus
faible, mais difficilement quantifiable en raison
du peu de chiffres disponibles.

En ce qui concerne la distribution segmen-
taire de I’OLJ thoracique, on s’accorde a dire
que la partie basse de la colonne thoracique est
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Figure 1. Classification de Sato sur base du CT-scan. (A) Type latéral :
Iossification entreprend seulement la partie capsulaire. (B) Type étendu :
I’ossification s’¢étend a la portion interlaminaire, mais reste fine. (C) Type
étendu : on retrouve un épaississement antéro-meédial de I’ossification. (D)
Type fusionné : il y a fusion sur la ligne médiane des masses ossifi¢es
bilatérales. (E) Type tubéreux : signifie que la masse ossifiée subit une
croissance nodulaire et antérieure (adapté de la réf. 2).

le plus souvent impliquée (prévalence T10-11 :
44 % (9, 12) et T11-12 : 41,6 % (9)). Viennent
ensuite la colonne thoracique haute, puis
moyenne (13, 14).

Il apparait qu’une ossification réactionnelle
de la dure-meére en regard de 1’OLJ au niveau
thoracique n’est pas rare. Son incidence serait
de 22 % (15). L’ossification durale est impor-
tante a identifier, car elle déterminera une prise
en charge chirurgicale différente et pourra étre
source de complications.

Par ailleurs, nous avions noté que notre
patient était également porteur d’un canal lom-
baire étroit (CLE). La littérature nous apprend
qu’il n’existe pas d’association statistiquement
significative entre une sténose du canal thora-
cique et lombaire (16). Par contre, une étude
de 2012 (17) démontre que ’association entre
OLJ symptomatique et CLE induit des mani-
festations cliniques plus séveéres ainsi que des
résultats de récupération post-opératoire beau-
coup moins favorables.

MANIFESTATIONS CLINIQUES ET DIAGNOSTIC

Le cas de notre patient associe non seulement
une compression de la moelle thoracique, mais
également un canal lombaire étroit, le CLE
n’ayant été symptomatique qu’une seule fois
sous forme de lombo-cruro-sciatalgie hyperal-
gique. Lors de la prise en charge aux urgences,
la présentation peu franche, dans un premier
temps, de la myélopathie thoracique a conduit
a un retard de diagnostic.
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Une publication de 2014 (18) rapporte que
les symptomes les plus fréquents, secondaires
a une my¢lopathie thoracique, sont 1’engour-
dissement des membres inférieurs, I’ impression
subjective de faiblesse des membres inférieurs
et la marche ataxique, symptomes qui sont lar-
gement décrits par notre patient.

Par ailleurs, une publication étudiant la
symptomatologie des patients porteurs d’une
OLJ au niveau thoracique associée a un CLE
(17), ne démontre aucune différence statis-
tiquement significative en ce qui concerne le
sexe, 1’age, le suivi et la durée des symptomes
avant opération par rapport a une OLJ thora-
cique seule.

II est clair que le diagnostic de myélopathie
repose essentiellement sur la clinique. Si ’on
veut connaitre 1’origine précise de 1’atteinte ;

sdullai il est évident I’ . 2 di Figure 2a. Coupe sagittale en séquence T2 montrant une formation hypo-
meadu a}re, test evi el_l que. 1mageric medi- intense en forme de bec en V se projetant antérieurement, correspondant
cale va jouer un rble primordial. al’oLl.

Le ligament jaune est une structure qui a été
étudiée de maniere précise. En IRM, le LJ non
pathologique a un signal d’intensité intermé-
diaire entre 1’os cortical et la moelle épiniére,
aussi bien en séquence T1 qu’en T2. Il est éga-
lement légérement plus intense que les autres
ligaments. L’OLJ thoracique est décrite comme
un bec en forme de V ou comme une masse
osseuse nodulaire faisant protrusion dans la
partie postérieure du canal médullaire. L’IRM
montre des images avec un signal de faible
intensité en séquence T1, mais aussi en T2 dans
la région des LJ (19).

Alors que le CT-scan définit précisément les
contours de 1’ossification (et permettra donc
le diagnostic différentiel entre hypertrophie
et ossification) ainsi que la possible ossifica-
tion réactionnelle de la dure-mére, I’IRM reste ) ) o .

, - . . , Figure 2b. Coupe sagittale en séquence STIR objectivant une altération de
Poutil diagnostique de choix en cas de myéelo- signal sur la moelle signant une souffrance médullaire.

pathie. En effet, les modifications de signal de
la moelle permettront de prédire le pronostic
fonctionnel du patient.

Alors que beaucoup d’auteurs semblent s’ac-
corder sur le fait que le CT-scan et I'TRM sont
nécessaires au diagnostic d’OLJ (2, 15, 20),
une publication de 2001 (19) affirme que I’on
trouve une bonne corrélation entre les résultats
trouvés par IRM avec ceux fournis par le CT-
scan, laissant penser que I’IRM serait suffisante
au diagnostic d’OLJ. Le diagnostic d’OLJ chez

notre patient repose sur I’imagerie par IRM.
Figure 3. Coupe axiale en T10 — T11 en séquence T2. Cette image montre

Ci-dessous, sont exposées des iconographies une hernie discale sous-ligamentaire droite. Apparaissent un ligament jaune

caractéristiques d’OLJ (Fig. 2a, 2b et 3) retrou- et un sac dural hypo-intenses signant I"ossification trés probable de ces
vées chez notre patient. deux structures. La graisse épidurale a presque totalement disparu.
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Il est a noter que dans 11 a 40 % des cas
(2, 15), on retrouve une ossification durale
réactionnelle en regard de I’OLJ. Deux images
radiologiques typiques permettent d’en prédire
I’existence au scanner : le signe de la virgule
(comma sign) (Fig. 4a) et le signe des rails de
tram (tram track sign) (Fig. 4b). Chez notre
patient, on décrit un épaississement focal du
sac dural en regard du ligament jaune patho-
logique. Par ailleurs, I’hypo-intensité du signal
de la dure-meére épaissie est compatible avec
un phénomeéne de calcification du sac dural

A

(Fig. 3). Figure 4a. Le «comma sign» correspond a une masse ossifiée qui englobe

. . . . lus des deux tiers de la dure-mére.
Le diagnostic différentiel radiologique de prs €les de Hiets de fa Gufemere

I’OLJ thoracique est relativement limité a cause
de la localisation anatomique particuliére et
des images caractéristiques. Face a des images
comparables a une OLJ mono-étagée, il faudra
néanmoins penser a un hématome calcifié¢ du
LJ, un méningiome thoracique calcifié ou un
hémangiome épidural calcifiant.

TRAITEMENTS ET RESULTATS

Il semble clair qu’aucun traitement conser-
vateur ne sera efficace et que, seule, la chirurgie
sera _Salvatljlce' ‘Plu51eurs optl'ons de décom_ Figure 4b. Le second signe radiologique, mimant les rails d’un tram, est
pression chirurgicale sont possibles : laminoto- une ligne de faible densité coincée entre deux tables osseuses paralléles

mie, laminoplastie, laminectomie en bloc avec (hyperdenses).
excision durale et conservation de 1’arachnoide,
laminectomie en bloc avec excision durale et en général des taux de récuperation inférieurs
patch dural, laminectomie et dure-mére ossi- a 50 %, une étude récente (14) semble plus
fiée flottante. 11 semble que la laminectomie optimiste. Ayant tous bénéficié d’une décom-
bilatérale avec résection des LJ ossifiés soit la pression postérieure par laminectomie, plus de
technique universelle (2). On commence par 57 % des patients ont connu une récupération
enlever 1’articulaire postérieure inférieure et de plus de 50 %, dont 11 % ont bénéfici¢ d’une
la lame de la vertébre sus-jacente, le sac dural récupération supérieure a 75 %. Cette récupé-
est libéré en enlevant I’articulaire postérieure ration est calculée sur base du questionnaire
supérieure de la vertebre sous-jacente, la cap- mJOA (Modified Japanese Orthopedic Asso-
sule articulaire et le LJ ossifié. Lorsque I’ossi- ciation) validé pour I’évaluation du statut neu-
fication entreprend également la dure-mere, il rologique-moteur.
faudra avoir recours a 1’excision du sac dural
avec patch ou a la technique de la dure-meére Par ailleurs, un certain nombre de facteurs
flottante (qui sera inefficace si 1’ossification de mauvais pronostic ont été identifiés. Ceux-
durale s’étend jusqu’au foramen vertébral). ci peuvent quelque peu varier en fonction des
Méme si 1’ossification durale peut étre source auteurs, mais tous s’accordent a dire que la
de difficultes techniques pendant 1’opération sévérité des symptdmes ainsi que ’intervalle
et de complications post-opératoires (fuite de de temps entre I’apparition des symptomes et
liquide céphalo-rachidien, pseudoméningo- la chirurgie sont des facteurs-clés (2, 21). Le
cele), elle n’affectera pas la récupération neu- degré de compression antéro-postérieure, I’OLJ
rologique post-opératoire (15). de type «fusionnéy, la région entreprise (thora-
Alors que le pronostic neurologique n’est cique moyenne) (14), les lésions en forme de
pas mauvais en comparaison avec celui des bec, des modifications de signal intra-médul-
autres causes de myélopathie thoracique, la laire sur les images IRM en séquence STIR
récupération fonctionnelle post-opératoire est (retrouvées chez notre patient) (20) sont autant
régulierement décevante. Si la littérature décrit de facteurs de mauvais pronostic.
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Si I’on s’intéresse aux résultats concernant
la récupération fonctionnelle chez les patients
porteurs de 1’association OLJ thoracique et
CLE (décrite également chez notre patient),
on remarque que le taux de récupération post-
opératoire est inférieur chez les porteurs de
I’association par rapport aux porteurs de I’OLJ
thoracique seule (17), et cela de fagon statisti-
quement significative. En regardant les résul-
tats de cette étude, on remarque que les patients
atteints de 1’association OLJ thoracique et CLE
qui ont subi une décompression thoracique et
lombaire ont tendance a avoir un meilleur taux
de récupération par rapport aux patients ayant
bénéficié de la seule décompression thoracique.
Cette derniére donnée n’est, néanmoins, pas
prouvée statistiquement.

CONCLUSIONS

L’OLJ thoracique est une cause de myélo-
pathie thoracique peu fréquente dans le monde
et plus rare encore chez les sujets caucasiens.
Ajoutée au CLE connu chez notre patient (qui
a certainement agi comme un facteur de confu-
sion), la non-connaissance de cette pathologie
dans notre partie du globe a, vraisemblable-
ment, participé aux errements diagnostiques
chez notre patient.

11 faut noter que cet article rapporte la décou-
verte rétrospective de 1’étiologie d’une myélo-
pathie thoracique et nous n’avons donc pas la
preuve anatomo-pathologique d’OLJ. Néan-
moins, au vu de la concordance entre 1’évolu-
tion physio-pathologique, clinique, 1’imagerie
et les constatations peropératoires, tout porte a
croire que nous sommes bel et bien face a un cas
d’ossification des ligaments jaunes thoraciques.
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