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RESUME

Introduction

La sténose sous-glottique idiopathique est une pathologie rare, affectant le plus souvent des
femmes adultes caucasiennes. Les deux principaux traitements utilisés par voie endoscopique
sont la dilatation seule (DS) ou la résection endoscopique (RE) par laser ou
thermocoagulation. La récidive de la sténose est fréquente et nécessite la réalisation de
chirurgies répétées. L’objectif principal de cette étude était de comparer la durée d’efficacité
du traitement chirurgical selon la technique réalisee (DS ou RE).

Matériel et méthode

Une étude rétrospective a été menée dans 5 centres de référence francais. Seuls les patients
suivis pour sténose sous-glottique idiopathique entre 2000 et 2020 ont été inclus. Les patients
ayant eu une intubation moins de 2 ans avant la survenue des symptémes, des antécédents de
trachéotomie ou qui se sont opposés a I'étude ont été exclus.

Pour l'analyse du critére de jugement principal, nous avons comparé¢ la durée d’efficacité selon
le type de geste réalisé: DS ou RE. Une analyse selon la technique de Kaplan-Meier puis un
test de Log Rank ont été utilisés pour comparer les résultats entre nos deux groupes.

Reésultats

49 patientes de sexe féminin ont été inclues. L’age moyen de survenue des premiers signes
cliniques était de 50.55 ans. 206 interventions pour prise en charge d’une sténose sous-glottique
idiopathique symptomatique ont été réalisées : 132 DS, 36 RE dont 15 résections seules et 21
résections associées a une dilatation, et 38 autres gestes exclus de 1’analyse du critére de
jugement principal.

La durée d’efficacité moyenne était de 495.41 jours [51-4297] avec une médiane de 348 jours
pour la DS et de 1096.10 jours [31-5735] avec une médiane de 497 jours pour la RE. Il existait
une différence statistiquement significative entre les deux groupes (p=0.01).

Conclusion

La sténose sous-glottique idiopathique est une pathologie rare qui touche presque
exclusivement la population féminine. Cette étude préconise de réaliser une RE pour augmenter
la durée d’efficacité de la chirurgie endoscopique. De plus grands effectifs et une étude

prospective seraient nécessaires pour confirmer ces résultats.

Mots cleés : sténose sous-glottique idiopathique, dilatation, résection endoscopique.
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ABSTRACT

Introduction

Idiopathic subglottic stenosis (ISS) is a rare disease, which affect almost exclusively Caucasian
female adult. To treat this disease, there are two general endoscopic approaches : simple
dilatation (SD) and endoscopic resection (ER) by laser or thermocoagulation. Stenosis
recurrences are frequent and require several surgeries. This study aims to compare the
efficiency of these two surgical technics (SD and RE) to treat the ISS.

Methods

A retrospective multicentric study in five French centers was conducted. Only patients treated
for ISS between 2000 and 2020 were included. Patients were excluded if they had history of
intubation less than two years before the beginning of the symptoms, history of tracheotomy or
if they didn’t want to participate to the study.

The primary end point was efficiency after surgery (SD or ER), defined by days between two
surgical acts. A Kaplan-Meier analysis with a Log-Rank test were used to compare results
between these two groups.

Results

49 female patients were included. The average age at the first symptoms was 50.55 years. This
study included 206 interventions for symptomatic ISS: 132 SD, 36 ER of which 15 simple
resection and 21 resections associated with dilatation, and 38 other technics who were excluded
from the primary end point analysis.

For the DS group, the efficiency average time was 495.41 days [51-4297], median time of 348
days, whereas it was 1096.10 days [31-5735] for ER group, median time of 497 days. The
difference was statistically significant between the two groups (p=0.01).

Conclusion

ISS is a rare disease who affects almost exclusively women. This study preconizes an ER to
increase the efficiency time . A prospective study and larger patient groups would be needed to

confirm of infirm our results.

Key words: idiopathic subglottic stenosis, dilatation, endoscopic resection.
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INTRODUCTION

La sténose sous-glottique idiopathique est une pathologie rare décrite pour la premiere fois en
1972 par Brandenburg!, dont I’incidence est estimée a 1/400000.%° Elle se caractérise par un
rétrécissement progressif fibro-inflammatoire du larynx sous-glottique et des premiers anneaux
trachéaux, dont aucune cause spécifique n’a été clairement identifiée et dont la
physiopathologie est inconnue.*
Cette pathologie affecte le plus souvent des femmes adultes caucasiennes entre la 3°™ et la 5™
décennie>®, et se manifeste typiquement par une dyspnée d’effort d’installation progressive
avec un stridor ou un wheezing, une toux et parfois une dysphonie. Il existe souvent un retard
diagnostic de plusieurs mois a plusieurs années.
Le diagnostic est posé aprés elimination des autres causes de sténoses sous-glottiques telles
que les sténoses post intubation ou post traumatiques, les sténoses par brilures caustiques, les
sténoses post radiques, les sténoses dans le cadre de vascularites (granulomatose avec
polyangéite, sarcoidose, amylose, polychondrite, etc.), les sténoses infectieuses.
Le bilan comprend :
- une endoscopie, permettant d’évaluer 1’étendue et la sévérité de la sténose (figure 1),
- unscanner cervico-thoracique,
- un dosage biologique des ANCA, afin d’éliminer une vascularite,
- des biopsies, qui mettent le plus souvent en évidence un tissu fibreux avec ou sans
inflammation chronique.
La classification actuellement la plus utilisée pour décrire le degré de sténose est celle de Myer-
Cotton, qui classe les sténoses en 4 grades selon le pourcentage de sténose (tableau 1).
La prise en charge est principalement chirurgicale, bien qu’un traitement médical soit souvent
associé (corticoides per os ou inhalés, inhibiteurs de la pompe a protons, antibiotiques).
On retrouve trois principaux types de prises en charge chirurgicales :>8
- Les technigques endoscopiques,
- Les techniques de résection-anastomose,
- Les trachéotomies.
La prise en charge de ces sténoses doit mettre en balance deux objectifs: la durabilité et la
minimisation des risques et des complications.®°
Les techniques endoscopiques sont divisées entre dilatations et résections. Les techniques de

dilatations consistent a é€largir le calibre trachéal a 1’aide d’un bronchoscope rigide, d’un
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ballonnet, ou de bougies. Les techniques de résection endoscopique consistent en une résection
ou une destruction des tissus sténosés, par pulvérisation a I’aide d’une sonde laser ou d’une
sonde monopolaire haute fréquence, en bronchoscopie rigide.

Ces techniques endoscopiques sont parfois associées, et peuvent étre accompagnées
d’injections intralésionnelles de corticoides ou de I’application de Mitomycine C, agent
cytotoxique modulant la cicatrisation en agissant, quand il est utilisé a faible dose, comme un
inhibiteur de prolifération des fibroblastes. Son utilisation, qui pourrait diminuer la fréquence
des récidives de sténose, reste controversée.!* 13, Les injections intralésionnelles de corticoides,
qui agissent en ralentissant la synthése et en favorisant la lyse du collagéne au cours du
processus de sténose, pourraient également ralentir la fréquence des récidives de sténose.>**
Les techniques de résection-anastomose consistent en une résection de la zone sténosée avec
anastomose crico-trachéale, tout en préservant la partie postérieure du cartilage cricoide afin de
ne pas léser les nerfs récurrents.

La trachéotomie, qui est le plus souvent temporaire, est réalisée en situation urgente de détresse
respiratoire aigile ou en association avec un autre geste, notamment en protection des voies

aeriennes apres résection-anastomose.

Bien que cette pathologie rare connaisse ces derniéres années une augmentation de I’intérét qui
lui est porté, les résultats des études restent hétérogenes sur les prises en charge.

L’objectif principal de cette étude était de comparer les durées d’efficacité de deux techniques
endoscopiques : dilatation seule et résection endoscopique au laser ou par thermocoagulation.
Les objectifs secondaires étaient de décrire la population atteinte de sténose sous-glottique
idiopathique dans le Nord-Ouest de la France, les différentes prises en charges et la survenue

de complications.
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Figure 1. Aspect endoscopique de sténose sous-glottique idiopathique

Classification

Obstruction (%)

Grade | De 04 50%

Grade Il De51a70%

Grade I11 De 71 2 99%

Grade IV Obstruction compléte

Tableau 1. Classification de Myer-Cotton’
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MATERIEL ET METHODE

Centres participants
Il s’agit d’une étude rétrospective, multicentrique, menée dans les CHU d’Angers, Brest,
Nantes, Poitiers, Rennes et Tours.

Patients

Les critéres d’inclusion étaient les suivants : patients majeurs, suivis pour sténose sous-
glottique idiopathique entre 2000 et 2020, apreés avoir éliminé les différentes causes de sténose
sous-glottique.

Les critéres de non inclusion étaient les suivants: intubation moins de 2 ans avant la survenue
des symptdmes, antéceédent de trachéotomie, personne s’étant opposée a I'étude.

Les dossiers de 1125 patients répertoriés informatiqguement comme « sténose du larynx » et
« dilatation et/ou résection de sténose du larynx, par endoscopie » ont été étudiés. Parmi eux,
seulement 49 patients présentaient une sténose sous-glottique idiopathique (figure 2).

Les patients ont été informeés par courrier ou par téléphone de leur inclusion dans cette étude,
et pouvaient s’y opposer. Le groupe d’éthique d’aide a la recherche clinique a donné un avis

favorable pour ce projet de recherche numéro 2021 027.

Données collectées

Les caractéristiques des patients ont été recueillies (sexe, age au début des symptomes, age au
diagnostic, antécédents médico-chirurgicaux), ainsi que les manifestations cliniques et les
caractéristiques morphologiques de la sténose (pourcentage de sténose, distance de la sténose
par rapport au plan glottique [cm], étendue de la sténose [cm]). Les différentes techniques et
dates chirurgicales ont été analysées ainsi que la durée d’efficacité apres une chirurgie [jours].
Nous avons également recueilli la survenue de complications précoces (<10 jours) et tardives
(>10 jours) aprés une chirurgie de la sténose, qui ont nécessité ou non une reprise au bloc

opératoire.
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Patients suivis pour sténose trachéale
n=1125

\ Patients non inclus
‘ n=1076

sous-glottique idiopathique
n=49

|

Interventions pour prise en
charge d’une sténose
symptomatique
n=206

Patients présentant une sténose

/ Interventions exclues de I’analyse \

n=38
- Dilatations + pose d’une endoprothése
trachéale n=5
- Gestes endoscopiques + application de
Mitomycine C n=8
- Gestes endoscopiques + injection de
corticoides n=12
- Résection-anastomoses n=4

KTrachéotomies n=9 /

Résection
endoscopique

n=132 n=36
Délais exclus car <30 jours Délais exclus car <30 jours
n=21 n=>5

Délais analysés Délais analysés
n=111 n=31

Figure 2. Diagramme de flux

Dilatation
seule

Critere de jugement
Le critere de jugement principal pour cette étude était la durée d’efficacité de la technique
chirurgicale en fonction de la réalisation soit d’une dilatation endoscopique seule soit d’une

résection endoscopique par laser ou thermocoagulation, qui pouvait étre associée a une
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dilatation. La durée d’efficacité était définie par le délai entre deux interventions réalisees pour
sténose symptomatique. Pour les sténoses qui n’avaient pas récidivé apres une intervention, la
durée d’efficacité correspondait au délai entre la dernicre intervention et la date des derniéres
nouvelles. Le délai était exclu de 1’analyse si la date des derniéres nouvelles apres le dernier
geste endoscopique était < a 30 jours.
Deux groupes ont éteé étudiés:
- Groupel : interventions avec dilatation endoscopique sans utilisation de laser ou
thermocoagulation.
- Groupe 2: interventions avec résection endoscopique au laser ou par
thermocoagulation. Ce geste pouvait étre associé a une dilatation.
Les gestes endoscopiques qui comprenaient 1’application de Mitomycine ou I’injection de
corticoides ont été exclus de 1’analyse du critére de jugement principal, tout comme les gestes

de résection-anastomose, les trachéotomies, et les poses d’endoprothéses trachéales.

Analyse statistique

Pour I’analyse du critére de jugement principal, une analyse selon la technique de Kaplan-Meier
puis un test de Log Rank ont été utilisés pour comparer les durées d’efficacité entre les deux
techniques endoscopiques. Nous avons également réalisé un test du Chi2 pour comparer le taux
de récidive a 500 jours et a 1000 jours apres une chirurgie endoscopigue entre nos deux groupes.
Pour les objectifs secondaires, seule une analyse descriptive a été réalisée, I’effectif réduit ne

permettait pas de faire de comparaison statistique.
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RESULTATS

Description de la population et des prises en charges (Tableau 2)

49 patientes de sexe féminin ont été inclues dans 1’étude.

L’age moyen de survenue des premiers signes cliniques était de 50.55 + 11.49 ans [23-75] ,
I'dge moyen au diagnostic de 52 £+ 11.49 ans [26-75].

Les signes cliniques étaient une dyspnée d'effort pour 49 patientes (100%), une toux pour 13
patientes (26.53%), un wheezing ou stridor pour 17 patientes (34.69%), et une dysphonie pour
2 patientes (4.08%).

Le pourcentage moyen de sténose mesure en peropératoire, lorsqu’il a pu étre recueilli, était de
60% + 15% [20-90].

La sténose était située en moyenne a 1.53 = 0.56 cm du plan glottique [1-3], et était étendue en
moyenne sur 1.18 + 0.54 cm [0.2-3].

Un total de 206 interventions pour prise en charge de sténose symptomatique ont été réalisées.
Parmi elles :
- 168 interventions réalisées ont été inclues dans I’analyse du critére de jugement
principal:
= 132 dilatations seules (DS),
= 36 résections endoscopiques (RE), dont 15 résections seules et 21 résections
associées a une dilatation,
- 38 autres gestes ont été réalisés et exclus de I’analyse du critére de jugement
principal :
= 5 dilatations associées a la pose d’une endoprothése trachéale,
= 8 gestes endoscopiques associées a I’application de Mitomycine C,
= 12 gestes endoscopiques associées a I’injection de corticoides,
= 4 résection-anastomoses,

= O trachéotomies.

La moyenne du nombre interventions par patiente était de 4.20 + 5.37 [1-33].
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Patients, No. (%)

Sexe

Féminin
Masculin

Age aux premiers signes cliniques, moyenne + écart type

Age au diagnostic, moyenne * écart type

Signes cliniques

dyspnée d’effort
toux

wheezing ou stridor
dysphonie

Pourcentage de sténose, moyenne + écart type

Pourcentage de sténose selon Myer-Cotton, nombre d’interventions, %

Distance de la sténose par rapport au plan glottique (cm), moyenne +

écart type

Grade 1 (<50%)
Grade 2 (51-70%)
Grade 3 (71-99%)
Grade 4 (100%)

Etendue de la sténose (cm), moyenne * écart type

Interventions pour prise en charge de sténose symptomatique

DS

RE seule

RE + dilatation

Dilatation endoscopique + pose d’endoprothése
Dilatation endoscopique + injection de corticoides

RE + injection de corticoides

Dilatation endoscopique + application de mitomycine C
RE + application de Mitomycine C

Trachéotomie

Résection-anastomose

49 (100)
0

50.55 +11.49

52+11.49

49 (100)
13 (26.53)
17 (34.69)
2 (4.08)

60 + 15

49 (39.84)
24 (19.51)
0

1.53 £ 0.56

1.18 +0.54

206
132 (64.08)
15 (7.28)
21 (10.19)
5 (2.43)

10 (4.85)

2 (0.97)

7 (3.40)

1 (0.49)

9 (4.37)

4 (1.94)

Tableau 2. Description de la population et des prises en charges

Prise en charge initiale

La prise en charge initiale etait une chirurgie endoscopique pour 47 patientes (95.92%), une

résection-anastomose pour 1 patiente (2.04%), une trachéotomie pour 1 patiente (2.04%).
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Patientes traitées par résection-anastomose et trachéotomie

4 patientes (8.16%) ont été traitées par résection-anastomose. Aucune n'avait présenté de
récidive au dernier suivi pour un suivi post opératoire moyen de 590.5 + 348.17 jours [123-
947]. Trois des quatre interventions ont été réalisées dans un centre spécialisé en chirurgie
thoracique.

5 patientes (10.20 %) ont eu au moins une trachéotomie en urgence au cours du suivi. Les
trachéotomies ont été réalisees dans des situations de détresse respiratoire aigle en lien avec la
sténose, en premier lieu ou en recours apres échec d’une technique endoscopique. Deux
patientes avaient encore une trachéotomie au dernier suivi. Chez les patientes qui ont pu étre

décanulées, la durée moyenne de trachéotomie était de 254.71 jours.

Complications
On observe au total 18 complications, dont 12 traitées chirurgicalement et 6 traitées
médicalement.
Parmi les complications traitées chirurgicalement, on observe :
- 8reprises pour complication précoce <10 jours apres 1’intervention :
= 6 reprises pour dyspnée en lien avec la présence de fausses membranes (3 aprés
résection par thermocoagulation, 2 apres pose d’endoprothése, 1 apres dilatation
seule),
= ] reprise pour dyspnée en lien avec la migration d’une endoprothese trachéale,
= 1 reprise pour drainage d’une cellulite cervicale apres résection-anastomose.
- Sreprises pour complication tardive >10 jours apres 1’intervention :
= 1 reprise pour dyspnée en lien avec un granulome obstructif apres résection-
anastomose,
= 4 reprises pour dyspnée en lien avec la migration d’une endoprothése trachéale.
Les complications traitées médicalement sans nécessité de reprise chirurgicale sont toutes
survenues précocement (<10 jours). On observe :
- 1 choc anaphylactique lors d’une dilatation seule,
- 2 dysphonies :
= 1enlien avec une hypomobilité de la corde vocale droite apres dilatation seule,
= 1 en lien avec une position trop haute de 1’endoprothése apres dilatation avec
pose d’endoprothese.

- 3 détresses respiratoires résolutives apres traitement medical :
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= 1 aJ5 d’une dilatation seule,
= 1aJl1 d’une dilatation associée a une thermocoagulation,
= 12aJ9 d’une pose d’endoprothése.

On observe que les poses d’endoprothéses se sont toutes suivies d’une complication.

Analyse du critére de jugement principal :

La durée d’efficacité a pu étre colligée pour 111 procédures de dilatation seule et 31 procédures
de résection endoscopique.

La durée d’efficacité moyenne était de 495.41 + 573.28 jours [51-4297], avec une médiane de
348 jours pour la dilatation seule, et de 1096.10 + 1473.91 jours [31-5735], avec une médiane
de 497 jours pour la résection endoscopique. Il existait une différence statistiquement
significative entre les deux groupes (p=0.01), avec une durée d’efficacité qui était plus longue
dans le groupe des résections endoscopiques.

Les courbes de Kaplan-Meier (figure 3), comparent donc les deux groupes : dilatation seule
(DS) et résection endoscopique (RE). En abscisse est représenté le temps en jours, en ordonnée
la survenue d’un événement, dans notre cas il s’agit d’une reprise chirurgicale pour sténose
sous-glottiqgue symptomatique. Chaque survenue de 1’événement est représentée par une
marche d’escalier. Chaque plateau correspond donc a la durée d’efficacité de la technique
utilisée. Les interventions ne s’étant pas suivies de la survenue de 1’événement aprés 30 jours
sont ici représentées par les croix (patients considérés comme perdus de vue).

D’autre part, la comparaison du taux de récidive entre le groupe dilatation seule et le groupe
résection endoscopique par un test du Chi2 n’a pas montré de différence significative entre les
deux groupes, ni a 500 jours (p=0.64), ni a 1000 jours postopératoire (p=0.18).
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Figure 3. Comparaison des durées d'efficacité entre dilatation seule (DS) et résection
endoscopique (RE), courbes de Kaplan-Meier
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DISCUSSION

La stéenose sous-glottique est une pathologie rare, récidivante, dont la physiopathologie reste
inconnue et la prise en charge hétérogéne malgré des caractéristiques démographiques et des
présentations cliniques homogeénes.

Comme la grande majorité des patients sont des femmes, plusieurs auteurs évoquent une
influence hormonale dans le développement de ces sténoses.2>1 En effet, I’étude de Fiz et al.
met en évidence une surexpression de récepteurs aux cestrogénes alpha et de récepteurs a la
progestérone dans la sténose des patients avec sténose idiopathique, en comparaison au tissu
sous-glottique de patients opérés d’une laryngectomie totale pour cancer laryngé sans atteinte
sous-glottique.’® L étude de Damrose et al. met en évidence une surexpression de récepteurs
alpha et beta dans la sous glotte de patientes présentant une sténose idiopathique, en
comparaison avec des sous glotte normales chez des cadavres.'®

D’autres études avancent que ces sténoses pourraient étre liées a des traumatismes répétés par
une toux chronique : blessures mécaniques, ischémies et anomalies de cicatrisation seraient
alors en cause, possiblement potentialisés par une réponse anormale aux cestrogenes, expliquant
la prédominance féminine de cette pathologie.’

Le reflux gastro-cesophagien a également été avancé comme facteur causal ou favorisant de la
sténose sous-glottique idiopathique. En effet, plusieurs études rapportent une incidence plus
élevée du reflux gastro-cesophagien chez les patients présentant une sténose sous-glottique
idiopathique que dans la population générale. L’étude de Blumin et al. met en évidence la
présence de pepsine dans le tissus laryngé et trachéal de 59% des patients de I’étude. En
revanche, il n’y a pas de corrélation entre la présence d’un reflux clinique et un reflux mis en
¢vidence par PH métrie chez ces patients. De plus, ’hypothése du reflux gastro-cesophagien
n’explique pas I’incidence plus élevée chez les femmes, et le nombre de patients présentant un
reflux dans la population générale n’est pas proportionnelle au nombre de patients atteints de
sténose sous-glottique idiopathique. Le reflux pourrait alors jouer un réle favorisant chez
certains patients.>#1819

L’étude de Drake et al. met en évidence des formes familiales dans 2.5% des cas sur une série
de 810 patients, évoquant la possibilité d’une prédisposition génétique.?

Notre étude retrouve 100% de femmes, avec une moyenne d’age aux premiers signes cliniques
de 50 ans. Ces données sont en accord avec la méta-analyse de Lavrysen et al., qui compare 15

articles avec un total de 862 cas de sténoses sous-glottiques idiopathiques traitées par voie
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endoscopique, qui retrouve une large prédominance de femmes (96.9%), avec une moyenne
d’age de 48 ans.

Dans notre étude, la distance moyenne de la sténose au plan glottique est de 1.53 cm, résultat
proche des résultats de 1’étude de Lavrysen et al. qui retrouve une distance de 1.32 cm. La durée
d’efficacité dans notre étude est de 495 jours (médiane de 348 jours) pour la dilatation et de
1096 jours (médiane de 497 jours) pour la résection, ces résultats sont également en accord avec
ceux de I’étude de Lavrysen et al. qui retrouve une durée d’efficacité de 2 a 21.2 mois (61 a 645
jours) avec une médiane de 14.3 mois (435 jours), toutes techniques endoscopiques confondues.
Cette méta analyse, qui compare I’intervalle de temps entre les interventions, ne montre en
revanche pas de différence de durée d’efficacité entre les différentes techniques
endoscopiques.?

L’étude prospective de Gelbard et al., qui compare les durée d’efficacité des trois techniques :
résection-anastomose, dilatation endoscopique et résection endoscopique avec traitement
médical adjuvant (corticostéroides inhalés, inhibiteurs de la pompe a protons ou
Triméthoprime-Sulfaméthoxazole) avec une cohorte de 810 patients , met quant a elle en
évidence une durée d’efficacité plus longue pour les résections endoscopiques avec traitement
adjuvant au long cours que pour les dilatations, avec une différence statistiquement
significative, sans pour autant qu’il n’y ait de différence sur la survenue de complications péri-
opératoires. Le réle du traitement médical adjuvant reste encore a préciser dans les résultats de
cette étude.®

Notre étude multicentrique, qui collige I’expérience de plusieurs chirurgiens avec une cohorte
moins importante de 49 patients, met aussi en évidence une différence statistiguement
significative sur la durée d’efficacité entre dilatation seule et résection endoscopique. Celle-ci
comporte plusieurs limites : tout d’abord, il s’agit d’une étude rétrospective, avec une différence
de délais analysés importante entre les groupes: 111 délais analysés dans le groupe 1 contre 31
délais analysés dans le groupe 2, induisant alors un biais. D’autre part, les résultats de 1’étude
sont & pondérer par I’absence de différence statistiquement significative entre la dilatation
endoscopique seule et la résection endoscopique par laser ou thermocoagulation a 500 jours et
a 1000 jours. Une étude avec de plus grands effectifs et des sous-groupes selon la technique
endoscopique precise réalisée seraient nécessaire afin de diminuer les biais.

Malgré I’homogénéité des patients et des manifestations cliniques de cette maladie, il existe

une hétérogénéité considérable dans les prises en charges. Le nombre de patients et les criteres
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décisionnels pour la résection-anastomose semblent varier selon les centres. On observe
également de grandes variabilités au sein des approches endoscopiques.

La résection-anastomose consiste en une résection de la zone sténosée en emportant en général
la muqueuse en regard de I’arc postérieur du cricoide, en raison du caractére souvent
circonférentiel de la sténose. La résection se fait alors dans le plan sous périchondral, et
nécessite une couverture par un lambeau muqueux trachéal. Les sténoses trés proches du plan
glottique peuvent méme parfois nécessiter une ouverture verticale médiane du cartilage
thyroide ou de 1’arc postérieur du cricoide, avec reconstruction par interposition de greffon
osseux ou cartilagineux.822-%,

Les techniques endoscopiques, qui sont moins invasives, aboutissent presque systématiquement
a une récidive de la sténose dans des délais variables pouvant aller de quelques mois a plusieurs
années, avec nécessité de répéter les gestes chirurgicaux.?® A I’inverse, les conséquences sur la
voix, la déglutition, la survenue de complications et la longueur des suites chirurgicales, sont
plus favorables que pour les techniques de résection-anastomose.*%3%33 Les techniques de
résection anastomose semblant moins pourvoyeuses de récidives, certaines études mettent
cependant en évidence une possibilité de récidive de 1’ordre de 10 a 30% dans les 5 a 10 ans
apreés résection-anastomose. 243437

A ce jour, la plupart des études rapportent qu’une résection-anastomose en un temps, réalisée
précocement, est la technique a long terme la plus favorable pour une prise en charge définitive
de la sténose sous-glottique.?22430323437 D autres auteurs suggérent de réserver les techniques
de résection-anastomose aux patients récidivant aprés prise en charge endoscopique, lorsque la
distance de la sténose au plan glottique est suffisante et que les comorbidités du patient le
permettent.313® Dans notre étude, quatre patientes ont bénéficié d’une résection-anastomose,
dont trois dans un centre expert. Deux des quatre patientes ont présenté une complication post
opératoire : 1’une d’entre elle une cellulite cervicale avec nécessité de reprise chirurgicale pour
drainage, la seconde une dyspnée en lien avec un granulome trachéal avec nécessité de reprise
chirurgicale pour résection du granulome. Aucune des quatre n’avait de récidive de la sténose
apres un suivi moyen de 590 jours.

La pose d’endoprothése trachéale, dont le but est de calibrer le diameétre de la trachée apres une
dilatation, est pourvoyeuse de complications dont les plus fréquentes sont la migration de
I’endoprothése, la formation de granulomes, et la formation de bouchons muqueux.® La
survenue fréquente de ces complications ainsi que la proximité de ces sténoses au plan glottique

incitent a déconseiller leur mise en place pour les sténoses impliquant la sous glotte. Dans notre
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étude, toutes les endoprothéses ont di étre retirées ou changées en raison de complications :
dyspnée en lien avec la migration de I’endoprothése ou la présence de fausses membranes,
dysphonie.

Récemment, certains auteurs ont évoqué le role d’injections de corticoides intralésionnelles en
série comme une technique durable de prise en charge, comportant relativement peu d’effets
indésirables.>*#° 11 s’agit alors d’injections sous muqueuses, transcervicales ou transnasales,
réalisées sous anesthésie locale. Le schéma est celui de trois injections a un mois d’intervalle,
avec un contréle fibroscopique un mois aprés la derniére injection. Les deux études de Hoffman
et al. montrent une efficacité avec une amélioration a la fois du pourcentage de sténose et de la
dyspnée. La majorité des patients n’a pas nécessité d’intervention chirurgicale dans un délai
moyen de suivi de 523 + 388 jours, et aucun effet secondaire grave n’a été visualisé.*%*!
Depuis quelques années, 1’intérét porté a la sténose sous-glottique idiopathique est croissant,
avec notamment la création de la NoOAAC (North American Airway Collaborative Network) :
rassemblement international de 30 centres de référence pour les sténoses sous glottiques
idiopathiques, et la création d’un groupe de patients sur Facebook nommé « Living With
Idiopathic Subglottic Stenosis ». Ce dernier comporte actuellement 5200 membres du monde
entier, dont une majorité de patients souffrant de sténose sous-glottique idiopathique. Cette
communauté, trés active, permet aux patients de partager des informations sur la maladie ainsi
que leur expérience personnelle, et agit comme un support émotionnel pour les malades.*?
Comme I’a montré I’étude de Verma et al., ’appartenance a cette communauté, principalement
chez les patients anxieux avec faible soutien social, pourrait avoir une influence importante sur
les décisions de traitement.*

Ces deux organisations permettent un recrutement direct des patients et laissent imaginer la

possibilité de réaliser a I’avenir davantage d’études avec de grands effectifs.
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CONCLUSION

La sténose sous-glottique idiopathique est une pathologie rare qui touche presque
exclusivement la population féminine d’age moyen.

L’hétérogénéité des approches chirurgicales, la survenue fréquente de récidives et les
variabilités des durées d’efficacité selon les techniques incitent a s’intéresser a cette pathologie.
Cette étude préconise de réaliser une résection endoscopique au laser ou par thermocoagulation
pour augmenter la durée d’efficacité de la chirurgie endoscopique. De plus grands effectifs et

une étude prospective seraient nécessaires pour confirmer ces résultats.

Conflits d’intérét

Absence de conflits d’intérét.
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Résumé

La sténose sous-glottique idiopathique est une pathologie rare, affectant le plus souvent des femmes
adultes caucasiennes. Les deux principaux traitements utilisés par voie endoscopique sont la dilatation
seule (DS) ou la résection endoscopique (RE) par laser ou thermocoagulation. La récidive de la sténose
est fréquente et nécessite la réalisation de chirurgies répétées. L’objectif principal de cette étude était de
comparer la durée d’efficacité du traitement chirurgical selon la technique réalisée (DS ou RE). Une
étude rétrospective a été menée dans 5 centres de référence francais. Seuls les patients suivis pour sténose
sous-glottique idiopathique entre 2000 et 2020 ont été inclus. Les patients ayant eu une intubation moins
de 2 ans avant la survenue des symptomes, des antécédent de trachéotomie ou qui se sont opposés a
I'étude ont été exclus. Pour I'analyse du critére de jugement principal, nous avons comparé la durée
d’efficacité selon le type de geste réalisé: DS ou RE. Une analyse selon la technique de Kaplan-Meier
puis un test de Log Rank ont été utilisés pour comparer les résultats entre nos deux groupes.

49 patientes de sexe féminin ont été inclues. L’4ge moyen de survenue des premiers signes cliniques
était de 50.55 ans. 206 interventions pour prise en charge d’une sténose sous-glottique idiopathique
symptomatique ont été realisées : 132 DS, 36 RE dont 15 résections seules et 21 résections associés a
une dilatation, et 38 autres gestes exclus de 1’analyse du critere de jugement principal.

La durée d’efficacité moyenne était de 495.41 jours [51-4297] avec une médiane de 348 jours pour la
DS et de 1096.10 jours [31-5735] avec une médiane de 497 jours pour la RE. Il existait une différence
statistiquement significative entre les deux groupes (p=0.01).

La sténose sous-glottique idiopathique est une pathologie rare qui touche presque exclusivement la
population féminine. Cette étude préconise de réaliser une RE pour augmenter la durée d’efficacité de
la chirurgie endoscopique. De plus grands effectifs et une étude prospective seraient nécessaires pour
confirmer ces résultats.

Mots clés : stéenose sous-glottique idiopathique, dilatation, résection endoscopique.
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