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1. Introduction

La cheville est I'articulation du corps humain la plus souvent en cause dans les traumatismes
articulaires™. Les traumatismes de cheville exposent 3 moyen et long terme & la survenue

secondaire d’arthrose de cheville®,

Le traitement de l'arthrose de cheville est hierarchisé selon une stratégie. L’arthrodéese tibio-
talienne, qui en est le gold standard*®, est proposé en dernier recours. Chaque intervention
chirurgicale comporte des risques, qu’ils soient généraux (complication de I'anesthésie, hémorragie
per opératoire...) ou spécifiques (infection du site opératoire, absence de fusion osseuse post
arthrodese...). C’est dans la prévention de ces risques que réside I'importance d’un traitement non

chirurgical bien mené.

La place de I'appareillage dans le traitement de I'arthrose de cheville est admise mais celui-ci reste
peu utilisé. L'orthése suro-pédieuse rigide en carbone utilisé a Nancy, appelée communément
orthése de simulation d’arthrodése, semble avoir une bonne efficacité sur la réduction des douleurs
de cheville a la marche. Dans le centre de Nancy, ou ce dispositif est fréquemment utilisé, les
patients semblent en étre satisfaits. Certains patients préférant celui-ci aux dépens du traitement
chirurgical (par confort, peur des complications opératoires, peur du caractére définitif de la

chirurgie ou par contre-indication chirurgicale).

Le chapitre d’introduction a pour but présenter les données actuelles concernant I'arthrose de
cheville. Nous nous intéresserons premierement aux différentes étiologies, au diagnostic et aux
différents traitements de celle-ci. Dans une seconde partie nous introduirons I'orthese suro-pédieuse
rigide utilisée a Nancy. Dans une troisieme partie nous présenterons la méthodologie de I'article, en
étude expérimentale en cas unique (Single Case Experimental Design : SCED). Un article (soumis dans
les Annals of Physical and Rehabilitation Medicine) dont I'objectif est d’étudier les effets d'une
orthése suro-pédieuse rigide sur les douleurs de cheville a la marche chez les patients atteint
d’arthrose de cheville, grace a la méthodologie SCED, sera ensuite proposé. Puis nous conclurons ce

travail dans un derniére partie.
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2. L’arthrose de cheville
A. Epidémiologie

L'arthrose est la maladie articulaire la plus fréquente. Elle touche le cartilage mais aussi la membrane
synoviale et I'os sous-chondral. Elle entraine une invalidité croissante a I'origine d'une morbidité
majeure dans les pays développés. Sa prévalence importante (toute localisation confondue, un
adulte sur deux souffre d'arthrose symptomatique aprés soixante ans) est a l'origine d'un co(t
médico-économique considérable, estimé a environ 1 milliard d'euros en France®. Les atteintes
arthrosiques les plus fréquentes aux membres inférieurs sont la coxarthrose et la gonarthrose®. Entre
guarante et soixante-quinze ans, la prévalence de la coxarthrose symptomatique en France est de
I'ordre de 1 a 5 % de la population, avec une légére prédominance féminine. La gonarthrose, elle,

touche 2 4 10 % des hommes et 3 & 15 % des femmes en France (cohorte KHOALA)®.

L'arthrose de cheville ou arthrose tibio-talienne, touche approximativement 1% de la population
mondiale, soit approximativement 9 fois moins que la gonarthrose et la coxarthrose™?. Elle survient
essentiellement secondairement a un traumatisme local (65-80% de forme post-traumatique).
L'arthrose primitive de cheville est, elle, beaucoup plus rare (contrairement a la coxarthrose et a la
gonarthrose). Elle concerne des sujets plus agés, est significativement moins douloureuse et réduit
significativement moins les amplitudes articulaires qu’en cas d’arthrose post traumatique’. Les
arthroses secondaires de cheville sont dominée par les traumatismes de cheville (environ 65-80%),
puis dans 13% des cas sont secondaires a une maladie générale (polyarthrite rhumatoide,

hémochromatose, hémophilie...)3.

Les traumatismes de cheville qui sont & I'origine d’arthrose de cheville sont multiples'™:

les traumatismes de cheville (surtout les fractures malléolaires a 39%),

les fractures du pilon tibial,

les lésions ostéochondrales,

les entorses (13-16% des arthroses post-traumatiques sont secondaires a une ou
plusieurs entorses de cheville)’.

En cas de fracture, il peut y avoir une évolution dégénérative malgré une bonne réduction du foyer
de fracture®’. La sévérité de I'atteinte traumatique initiale est parfois corrélée a la sévérité de
I'arthrose ou a la période de latence (entre le traumatisme et le début des symptomes d’arthrose).
Une période de latence plus faible est retrouvée en cas d’entorse sévere et unique par rapport a des
entorses bénignes répétées’. Le temps de latence en cas d’entorse sévere est similaire a celui aprés

fracture du pilon tibial.
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C'est dans cette hétérogénéité de la population touchée par I'arthrose de cheville que résident les

difficultés d’un traitement adapté a chaque sujet.

B. Diagnostic

Les manifestations cliniques de I'arthrose de cheville sontdes limitations d’amplitude de
I'articulation tibio-talienne ainsi que des douleurs mécaniques a la marche®. La douleur est le
symptome qui amene le plus souvent les sujets a consulter. Il peut exister, comme dans les autres
manifestations arthrosiques, des poussées congestives articulaires, responsables de douleurs et de

signes inflammatoires locaux”.

Dans ce contexte il est nécessaire de rechercher des troubles statiques et dynamiques de la cheville
et du pied, éléments qui seront importants a prendre en charge sur le plan thérapeutique®”. Leur
recherche est clinique avec I'examen des empreintes podoscopiques, et radiographique, par la
recherche de désaxation de l'arriere-pied grace a la mesure de l'angle de Meary (valgus

physiologique de 5-7°).

Le diagnostic paraclinique de I'arthrose tibio-talienne repose sur la radiographie qui représente le
gold standard™. Le score de Kellgren-Lawrence a été choisi par I'Organisation Mondiale de la Santé
comme le gold standard pour la cotation radiographique de I'arthrose: ostéophyte, pincement
localisé de I'espace articulaire, géodes sous chondrales et ostéocondensation®. Ce score (Figure 1) a
été validé dans le diagnostic radiologique de I'arthrose de cheville, avec une bonne corrélation entre

la sévérité de I'atteinte radiologique et le retentissement clinique.

Original K&L scale

K&L scale

1. Minute osteophyte of doubtful significance

2. Definite osteophyte, joint space unimpaired

3. Moderate diminution of joint space

4. Joint space greatly impaired, subchondral sclerosis

Figure 1. Score de Kellgren & Lawrence.?

Les autres examens d’imagerie, tels Scanner et IRM n’ont pas leur place en premiere intention dans
le diagnostic de I'arthrose de cheville ® Cependant le scanner et arthroscanner de cheville
permettent une évaluation plus précise de I'atteinte ostéo-articulaire, en particulier la quantification
de I'épaisseur du cartilage’. Le scanner permet une meilleure appréciation des modifications post-

traumatiques de I'articulation tibio-talienne, des pseudarthroses et a un intérét particulier dans les
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déformations séveres. Il a également une place de choix dans le bilan pré-chirurgical. L'IRM n’est pas
utilisée dans le diagnostic d’arthrose de cheville mais permet de s’intéresser aux tissus mous
environnants. Elle peut permettre une exploration des Iésions ostéochondrales du talus ainsi que des

lésions ostéochondrales trés focales®.

C. Traitements

Les objectifs de tous les traitements sont la diminution des douleurs mécaniques a la marche et la
stabilisation voire I'amélioration des performances fonctionnelles. En voici la stratégie

thérapeutique™*.

En premiére intention

Les traitements de premiére intention sont non médicamenteux et médicamenteux. En premier lieu
résident les régles hygiéno-diététiques (RHD)>*:
- Modification des activités avec mise en place d’activités physiques adaptées régulieres,
éviter les terrains irréguliers (en cas d’arthrose sous-talienne associée),
- Perte de poids en cas de surpoids ou d’obésité.
Celles-ci sont associées a un traitement symptomatique avec des antalgiques adaptés et les anti-

inflammatoires non stéroidiens (AINS)**°,

Les AINS per os doivent étre utilisés avec tact et mesure du fait de leurs nombreux et séveres effets
indésirables. Ils sont, gastro-intestinaux avec des reflux gastro cesophagiens, ulcéres, perforations
menant a des hémorragies digestives hautes, induits par les AINS non sélectifs et les sélectifs de
I'inhibition de la COX-2. Les effets cardio-vasculaires sont représentés par les infarctus du myocarde
et accidents vasculaires cérébraux hémorragiques, induits préférentiellement par les AINS non
sélectifs. Les AINS non sélectifs et les sélectifs sont responsables d’effets indésirables rénaux,
syndromes néphritiques, syndromes néphrotiques, nécroses papillaires, hyperkaliémies,
insuffisances rénales aiglies et chroniques. En raison de ces effets indésirables, la balance
bénéfice/risque est en faveur d’une utilisation raisonnée et limitée des AINS oraux, aprés s’étre
assuré de I'absence d’antécédents cardio-vasculaires, gastro-intestinaux et rénaux. Pour ces raisons,
il doit leur étre préféré les AINS topiques quand I’atteinte arthrosique est localisée. lls doivent étre

utilisés pendant les poussées congestives d’arthroses et non au long cours®.

En théorie, en cas de persistance des douleurs malgré les RHD et les AINS vient la place de

10,11 . . . , .
%11 e principe essentiel étant celui du

I'appareillage®® avec différents types d’ortheéses décrites
blocage mécanique de I'articulation douloureuse. Nous reviendrons dans le paragraphe 2.D sur

celles-ci.
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En deuxiéeme intention

Apres I’échec des RHD et AINS, les injections intra articulaires tibio-taliennes de corticoides ont une
place bien admise dans la prise en charge symptomatique de l'arthrose de cheville avec

retentissement fonctionnel>*°

. Elles peuvent également avoir un réle de test diagnostic. En effet,
une réduction des douleurs dans les suites d’une infiltration de cheville est en faveur du diagnostic

d’arthrose tibio-talienne.

Les injections intra articulaires d’acide hyaluronique ont, elles, une place plus discutée actuellement.
Thiago Batista Faleiro, dans sa revue de la littérature, retrouve une efficacité significative sur la
fonction dans 3 études sur 5 mais sans supériorité par rapport aux autres thérapeutiques

conservatrices™.

Les injections intra articulaires peuvent se compliquer d’arthrite septique iatrogéne (possiblement
gravissime), puis viennent les risques de lésion cartilagineuse et de dépigmentation cutanée

permanente au site d’injection™”.

En troisiéme intention

Les traitements chirurgicaux conservateurs, tels que [Iarthroscopie-lavage de cheville, les
ostéotomies correctrices et [Iarthroplastie de distraction peuvent étre proposées selon

I‘indication*****,

L'arthroscopie de cheville peut étre indiquée en cas de |ésions dégénératives a un stade précoce ou
de lésions ostéochondrales. Elle permet |'ablation d’ostéophytes en cas de conflit localisé. Ces
indications sont limitées et elle ne doit pas étre proposée a tous les patients. Avoir moins de 2 Iésions
intra articulaires et un Index de Masse Corporelle (IMC) inférieur a 25kg/m? semblent en étre les

principaux facteurs de bon pronostic®.

Les ostéotomies correctrices sont indiquées en cas de trouble de la statique a type de varus/valgus®
de l'arriere pied (55% de varus, 37% axe normal, 8% de valgus®). Il s’agit d’ostéotomies supra
malléolaires permettant la correction du trouble de la statique responsable de I'arthrose tibio-

talienne.

L'arthroplastie de distraction consiste en une arthroscopie avec débridement et pose d’'un fixateur

#14 |’objectif de ce traitement est

externe pour appliquer une force de distraction sur I'articulation
d’augmenter |'espace articulaire d’environ 5 millimetres. Le fixateur externe est porté sur une durée
totale de 10 a 15 semaines avec appui total autorisé sur le fixateur dés 15 jours post opératoires. Ce

traitement conservateur peut étre indiqué dans I'arthrose de cheville modérée.
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Les complications de ces traitements chirurgicaux sont essentiellement infections superficielles et

profondes et les retards de cicatrisation.

En derniere intention

Les deux traitements chirurgicaux de derniere intention de l'arthrose tibio-talienne ne sont pas

2,4,15,16
d

conservateurs. L’arthrodése tibio-talienne est admise comme en étant le gold standar et

I'arthroplastie totale de cheville est de plus en plus fréquemment utilisée depuis I'arrivée des

prothéses de 3° génération®***"2,

L’arthrodése tibio-talienne (ATT)

Cette intervention a pour objectif la fusion osseuse entre |'extrémité inférieure du tibia et le talus.
Un des facteurs primordiaux de sa réussite sur la diminution des douleurs est la position dans
laquelle elle est réalisée. La position de 0° de flexion, 5° de valgus d’arriére pied et 5 a 10° de rotation
externe parait étre la plus adaptée>*. Ce geste permet une bonne réduction des douleurs et donc
une amélioration fonctionnelle. Elle peut étre réalisée a ciel ouvert ou bien par arthroscopie.
L'arthroscopie doit étre préférée chez les patients avec une faible déformation (jusque 15° de varus
ou valgus dans le plan coronal) et/ou en cas de risque plus important de cicatrisation (traitement
immunosuppresseur, diabétique, polyarthrite rhumatoide)®. La ATT peut étre réalisée de fagon isolée
ou bien étre associée a I'arthrodése de I'articulation sous-talienne. Dans les suites chirurgicales, un
platre suro-pédieux est mis en place pour une durée de 6 semaines, une décharge d’appui compléte
est nécessaire pour permettre la bonne fusion osseuse. La décharge d’appui doit étre
progressivement levée a raison d’une reprise d’appui d’environ 10% du poids du corps toutes les 2
semaines. Cependant la levée compléte de la décharge d’appui peut étre réalisée quand la fusion

osseuse est évidente a la radiographie®.

L'efficacité clinique du geste chirurgical peut étre évaluée par I'échelle AOFAS (American
Orthopaedic Foot and Ankle Society). Cette échelle clinique'®, considérant la douleur, I'activité, les
amplitudes articulaires et I'anatomie statique du pied et de la cheville, permet de définir plusieurs
catégories de réponses fonctionnelles au traitement (Excellent, bon, plutdt bons et mauvais)™. La

I®. retrouve que le score AOFAS moyen était de 75.6 points (c’est-a-dire

méta analyse de Haddad & a
bon). Il retrouve que 31% des sujets avaient des résultats excellents, 37% avec de bons résultats, 13%
de plutot bons résultats, et 13% avaient de mauvais résultats. Il y avait une moyenne de 9% de
reprises chirurgicales, essentiellement due a des pseudarthrodéses (65%). Etaient notés également

5% d’amputations trans-tibiales™®. Le taux moyen de fusion osseuse aprés arthrodése de cheville a
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ciel ouvert est de 89% (entre 64 et 100% selon les études) et de 94% (entre 70 et 100%) par

arthroscopie®.

Le blocage mécanique de I'articulation tibio-talienne est responsable de modification du schéma de
marche avec des modifications des pressions subies par I'ensemble du pied. Grace a une analyse de
modélisation 3D, le membre inférieur avec arthrodeése de cheville subit un pic de pressions plantaires
plus importantes et antériorisées par rapport au pied sain. Il existe également une majoration des
pressions subies par les articulations talo-naviculaire et celles des 3 premiers rayons. Ce qui peut
expliquer I"apparition, a distance, de pathologies dégénératives de I'avant pied™. L’analyse 3D de la
marche en analyse quantifié du mouvement retrouve également des modifications: La force de
réaction du sol est avancée en appui bi-podal, le décollement du talon apparait plus tot et est associé
a moins de pente tibiale antérieure. Ces modifications ne sont pas significatives mais se majorent

avec I'accélération de la vitesse de marche®.

Il existe également des effets cliniques, ressentis par le patient, du blocage de I'articulation tibio-
talienne. En effet le sujet peut ressentir une perturbation du schéma de marche™, des génes lors de
la descente d’escaliers, pour la conduite automobile, pour enfiler ses chaussures et pour la position
accroupie. La géne a la marche sur terrain irrégulier peut étre présente en cas de blocage associé de

I’articulation sous-talienne.

L'arthrodése tibio-talienne est donc une solution thérapeutique avec de bons résultats dans les

atteintes sévéres mais conduit 3 une altération du schéma de marche™?.

L’arthroplastie totale de cheville

La prothése totale de cheville (ou PTC) permet une diminution importante des douleurs, et une
récupération des amplitudes articulaires de flexion/extension de cheville'®® (0 a 20° de dorsiflexion
et 10 a 40° de flexion plantaire’’). Les premiéres générations de prothése de cheville ont été utilisées
entre 1960 et 1980, les protheses de deuxieme générations étaient utilisées de 1980 aux années

2000, enfin celles de troisiéme génération de 2000 a aujourd’hui®®.

L'Association Francaise de Chirurgie du Pied a émis en 2017 un registre national des protheses
totales de cheville”. Entre 2012 et 2017, 2776 prothéses totales de chevilles ont été posées en
France, avec 1164 prothéses Salto Talaris- XT® (Société Tornier), 895 Salto patin mobile® (Société
Tornier), 509 Hintegra® (Société Hintegra), 160 Star® (Société Stryker) et 48 Akile® (Société Iceram)™.
Entre juin 2016 et juin 2017, plus de 70% des protheses posées en France étaient des Salto Talaris-

XT®.
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Leur mise en place est indiquée en cas d’arthrose tibio-talienne sévere. Idéalement en cas de cheville
axée encore relativement mobile et en cas de contre-indication a I'arthrodéese (atteinte bilatérale,
atteinte du couple de torsion et/ou atteinte du genou). Les prérequis nécessaires avant une mise en
place de prothése totale de cheville sont la présence d’un lit vasculaire en bon état et des tissus
mous sous-jacents sains. Ses contre-indications sont nombreuses : une infection en cours, une
ostéonécrose du talus, une désaxation sévére de l'arrieére pied, une laxité sévere et une atteinte

neurologique’.

Concernant I'efficacité de I'arthroplastie, Haddad & al.™ retrouve que le score AOFAS moyen était de
78.2 points en post-opératoire (bons résultats). Les résultats de la méta analyse retrouvaient
également 38% des patients traités par PTC avaient d’excellents résultats, 30.5% avaient de bons
résultats, 5.5% de plutdt bons résultats et 24% de mauvais résultats’. Les taux de survie de la
prothése (période sans reprise chirurgicale pour changement de tout ou d’une partie du matériel*®) a
2 ans sont de 94%'®, 78-87% a 5 ans'®'® et 77-81% a 10 ans*®*®, toutes marques confondues. Le taux
de reprise chirurgical était de 7% (IC 95%, 3.5% a 10.9%) avec comme principale raison le
descellement de la prothése (28%). Une amputation trans-tibiale devait étre réalisée chez 1% des

sujetsle.

Ses principales complications sont le descellement aseptique, le mauvais alignement et I'infection du
site opératoire’. Les principaux motifs de reprises chirurgicales sont les douleurs, les troubles de
cicatrisation, les raideurs, une infection, et la migration de I'implant®’. La reprise chirurgicale est un
geste compliqué, qui peut aller jusque nécessiter une dépose totale de la prothése (1.4% des cas™).
Un changement prothétique complet peut étre réalisé ou bien dans les cas les plus compliqués une

arthrodese tibio-talienne ou tibio-talo-calcanéenne (avec possiblement une période avec mise en

place d’un spacer temporaire avant I'arthrodése)’.

La PTC est un geste complexe et doit étre réalisée par un chirurgien expérimenté. Il n'y a pas de
différence de devenir pour les arthroplasties dans un contexte d’arthrose primitive ou post-

traumatique”'lg.

PTC et ATT sont des traitements efficaces de I'arthrose de cheville sévere. La littérature ne permet
pas, actuellement, de sortir de consensus permettant de préférer I'un ou I'autre pour la population

générale. Le traitement doit &tre choisi au cas-par-cas®> .

En cas de neuropathie avec atteinte proprioceptive, ou atteinte superficielle ainsi qu’en cas de
diabete I'arthroplastie doit étre évitée. Ceci en raison du risque de lésion cutanée pouvant se
compliquer d’arthrite septique®. Chez les sujets trés actifs avec de fortes sollicitations au niveau de

la cheville I'arthrodeése doit étre préférée.
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Pour les sujets présentant une pathologie dégénérative de I'arriere pied ipsilatéral une arthroplastie
devrait étre préférée. En effet limiter la mobilité de cheville majore le stress au niveau de l'arriere
pied, ce qui pourrait accélérer I'évolution des pathologies dégénératives. Les sujets ayant une
arthrodése de la cheville controlatérale doivent plutét bénéficier d’une PTC?. En effet la
modification du schéma de marche est plus importante en cas d’arthrodése des 2 chevilles. En

particulier pour la marche sur terrains accidentés.

Actuellement, I'arthrodése tibio-talienne reste l'intervention de référence dans I'arthrose sévere du

sujet jeune***®

. Cependant, ces derniéres années, les poses de prothése totale de cheville sont de
plus en plus fréquentes. Les complications post-opératoire a court terme sont devenues
significativement moins fréquentes qu’en cas de ATT> et le taux de survie des prothéses a augmenté
avec I'apparition de la 3° génération de prothése. De ce fait, dans les années a venir le PTC pourrait

devenir le nouveau gold standard dans cette indication.

D. Les ortheses

Les ortheses sont proposées en cas d’échec partiel ou total des mesures physiques et des
traitements médicamenteux ainsi qu’en cas de contre-indication ou de refus des traitements

chirurgicaux>”.
Il est présenté dans différentes études les nombreux types d’orthéses pour cette indication :

Le « rockers sole » (semelle bateau) et « solid-ankle cushion-heel » (SACH, pente talonniére), sont les
modifications externes de chaussage les plus fréquemment prescrites. Ces modifications ont un
intérét en cas de lésions dégénératives de I'avant et/ou de I'arriere-pied. En effet le rocker sole
permet de simuler la dorsiflexion globale du pied™**%. Il n’existe pas d’étude sur leur efficacité sur

les douleurs a la marche.
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Figure 2 Rocker sole et SACH”

Bono & al.”® et Shine & al.”’ retrouvent que I'orthése suro-pédieuse sur mesure est la meilleure
alternative pour viser I'immobilisation de la cheville dans l'arthrose de cheville. La forme typique
comprend une coque talonniere avec des contreforts médiaux et latéraux pour envelopper l'arriére
pied. Elle est située sur la face postérieure de jambe et sa limite distale se situe aprés |'articulation

médio-tarsienne.

Figure 3 : Orthése suro-pédieuse sur mesure®®

-31-



Introduction

Si 'orthese suro-pédieuse sur mesure est admise comme gold standard, rien n’est défini pour son
matériau. Le cuir est beaucoup plus confortable, plus agréable au contact de la peau que le plastique
mais ne peut étre nettoyé, contrairement a ce dernier. De plus le cuir se déforme de lui -méme et
s'adapte ainsi parfaitement a la morphologie du patient et aux contraintes (appui, pression, ...). Par
contre, si le plastique requiert des adaptations successives par chauffage, le cuir demande beaucoup
de temps de travail et un savoir -faire particulier, aussi bien pour le choix et le traitement du cuir
initialement, que pour la réalisation des piéces (cf. HAS avis de la commission 2002). Du fait des
déformations du cuir, il ne permet pas une immobilisation articulaire compléte et n’est pas au mieux

adapté dans cette indication.

Saltzman & al.' a étudié I'efficacité d’une orthése suro-pédieuse en cuir sur I'efficacité des douleurs
a la marche. La polyarthrite rhumatoide, I'instabilité de cheville et I'instabilité sous-talienne étaient

étudiées. L'interrogatoire retrouvait une diminution des douleurs sans disparition de celles-ci.

Figure 4 : Orthése suro-pédieuse en cuir

Une orthése suro-pédieuse dont le but est I'immobilisation de la cheville doit avoir une rigidité
importante pour éviter la dorsiflexion de cheville. C'est du matériau utilisé et des limites de I'orthese
dont dépend cette rigidité. La fibre de carbone est d’utilisation courante pour ces orthéses, elle
permet une rigidité et une résistance importantes, selon I'épaisseur donné a I'orthése (adaptable a la
taille et au poids du sujet). La fibre de carbone permet également une restitution d’énergie mais qui

ne nous intéresse pas dans cette indication.

Peu d’articles ont étudié I'efficacité des orthéses dans I'arthrose de cheville *>**.
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Yu-Chi Huang'®*® & al. a comparé la marche, chez le sujet sain et des sujets atteints d’arthrose, avec
3 types d’orthéses suro-pédieuses : une orthese suro-pédieuse (Ankle Foot Orthosis AFO) (allant du
creux poplité jusqu’aux tétes métatarsiennes), une orthese rigide de stabilisation de I’arriére pied (de
mi-mollet jusqu’a I'articulation de Chopart) et une orthése articulée au niveau de l'arriere pied
permettant des mouvements de flexion/extension de cheville. La restriction de mouvement dans
plusieurs conditions (marche sur terrain plat, descente et montée d’escalier) a été mesurée en
analyse quantifiée du mouvement, chez 13 sujets souffrant d’arthrose tibio-talienne et chez 10 sujets
souffrant d’arthrose sous-talienne. Aucune orthése n'immobilise complétement I'arriére-pied sans
retentissement sur l'avant-pied. L'orthése rigide de stabilisation de l'arriere-pied permet une
meilleure mobilité de I'avant pied sur surface plane et en descente d'escalier, avec une restriction de
mouvement de |'arriére-pied similaire a I’AFO. Cette orthése est la plus adaptée a la prise en charge
de l'arthrose tibio-talienne et sous-talienne, car elle permet de garder une bonne fonction grace a
une mobilité de I'avant-pied conservée tout en maintenant la cheville et I'arriere-pied. Cette mobilité

résiduelle du complexe pied-cheville permet un déroulement du pas a la marche.

Figure 5 : De gauche & droite: Orthése AFO, Stabilisation rigide de Iarriére pied et AFO articulée ***°

L'efficacité des orthéses sur la douleur a la marche dans I'arthrose de cheville n’a jamais été étudiée
dans la littérature. Une « orthese fonctionnelle de pied » (semelle orthopédique sur mesure pour
rectifier valgus ou varus) a été étudiée chez des sujets souffrant d’arthropathie hémophilitique® avec

une bonne efficacité retrouvée.

Dans le centre de rééducation de Nancy, I'orthese suro-pédieuse rigide aussi appelée « orthése de
simulation d’arthrodése » est de pratique courante dans la prise en charge de I'arthrose tibio-
talienne. Aucune étude n’a été réalisée sur celle-ci, pour évaluer son efficacité de maniere

scientifique.
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3. L’orthese suro-pédieuse rigide

A. Indications

L'orthese utilisée a Nancy (IRR: Institut Régional de Rééducation) chez des sujets souffrant
d’arthrose tibio-talienne sévere est une orthése suro-pédieuse, rigide, réalisée sur mesure en fibre
de carbone. Celle-ci permet le blocage mécanique des articulations tibio-talienne et sous-talienne.

Ces indications sont les pathologies responsables de douleurs mécaniques de la cheville a la marche :

- Les manifestations arthrosiques tibio-talienne et sous-talienne primitives ou secondaires,
- Les douleurs résiduelles dans les suites de traumatismes isolés ou complexes, compliquées
ou non d’un syndrome douloureux régional complexe de la cheville et de 'arriere pied,
- Les ostéonécroses et ostéochondrites taliennes,
- Les douleurs résiduelles aprés arthrodese chirurgicale en cas de non-union osseuse
(pseudarthrodese).
L’ortheése de simulation d’arthrodése peut étre prolongée sur toute la longueur du pied si besoin (en

cas de pathologie douloureuse du médio- ou de I'avant-pied associée).

B. Fabrication

La premiere étape est le moulage réalisé sur la jambe du patient. Il s’agit d’'un moulage
platré, la limite proximale étant a 2-3 cm en dessous de la tubérosité tibiale antérieure et la limite
distale se situe en arriere des tétes métatarsiennes. La position choisie du talon et de la cheville est
celle de I'antalgie en position debout en charge, en privilégiant une flexion plantaire d’environ 10°.
Le moulage doit étre pris dans une position corrigée et indolore qui aura été repérée auparavant en
position debout, généralement avec une faible flexion plantaire. Sur le moulage sont repérés les
appuis antérieurs (antéro médial et antéro latéral) en regard du tibia. Sont repérées également les

surfaces osseuses qui seront protégées pour éviter les conflits entre I'orthese et le pied.

Grace au moulage, un positif en platre est réalisé (cf photos 1 et 2). Sur ce positif est réalisé un travail
de forme : ajout du platre de recharge (ici en bleu sur le photo 3) sur les zones osseuses a risque de

conflit. Ensuite vient le lissage du positif (cf photo 4).

Un thermoformage des mousses est réalisé sur le positif, qui seront situées entre I'appareil définitif
et la peau du patient, aux endroits les plus a risque de blessures ainsi que pour permettre un confort
optimal de I'appareil. En pratique celles-ci sont le plus souvent situées en regard de la créte tibiale et

sous le pied.

-34-



Introduction

Vient enfin la stratification du carbone sur le positif (cf photo 5). On positionne sur le positif des
bandes de fibres de carbone de différents maillages, selon la résistance que I'on veut donner a
I'appareil et selon le poids et la taille du sujet. On peut y adjoindre d’autres constituants, comme le
mat de verre (rigidifiant) ou le kevlar (indéchirable), en fonction du résultat souhaité. Puis la résine

est coulée sur les strates de fibres de carbone pour les durcir (cf photo 6).

Une fois la résine prise, on casse le positif pour en sortir I'appareil en fibre de carbone. L'appareil est
découpé et poncé puis on y fixe les mousses thermoformées et le systeme de sanglage postérieur. Il
peut y étre associé une semelle orthopédique avec des éléments correcteurs, qui sera fixée a
I'intérieur de I'orthése de simulation d’arthrodeése. Ceci doit étre prévu auparavant puisque la résine

est réalisée sur platre + mousse ou bien platre + mousse + semelle.

La derniére étape de fabrication est la livraison de I'orthése au patient ou des ajustements peuvent
encore étre apportés (cf photo 7). Il y est associé une rééducation a la marche ainsi que des conseils

d’utilisation et d’entretien.
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Photo 1 : Moulage en bandes plétrées Photo 2 : Positif en pldtre Photo 3: Recharge et travail de forme

Photo 4: Positionnement des mousses Photo 5: Stratification du carbone Photo 6 : Coulage de la résine
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Photo 7 : vue de face, vue arriere, vues de profil lors de la livraison de I'orthése.

C. Utilisation

Les conditions de port de I'orthése sont variées et adaptées a la symptomatologie et au mode de vie
du sujet. Du fait de la diversité des patients, de leur pathologie et de leurs activités et attentes, il
existe de nombreuses modalités de port. Elle peut étre portée quotidiennement tout au long de la
journée, en cas de poussée congestive arthrosique, ou encore seulement en cas de sollicitation
particulierement importante anticipée (journée de travail, marche sur de longues distances,

randonnée...).

Le blocage mécanique de la cheville peut entrainer des difficultés lors de certaines activités, en
particulier lors de la descente d’escaliers, la position accroupie, pour enfiler des chaussures
montantes, la conduite, la course. Le blocage de I'articulation sous-talienne entraine des difficultés a
la marche en terrain irrégulier. Ses effets secondaires mécaniques peuvent étre comparables a ceux
de I'arthrodése chirurgicale mais ont comme intérét d’étre strictement résolutifs au retrait de
I'orthese. Il peut également exister un conflit entre I'orthese et la peau (blessure, allergie) et ceci

nécessite une modification de I'appareillage dans les meilleurs délais.

L'orthese suro-pédieuse rigide est fréquemment utilisée dans le centre de Nancy, ou elle semble
avoir une bonne efficacité sur la diminution des douleurs a la marche. Cependant cette efficacité n’a
jamais été étudiée. Une méthodologie adaptée au faible nombre de sujet et a leur hétérogénéité
(paramétres anthropomorphiques, différence de mode de vie et de mode de port de I'orthese) est

nécessaire pour évaluer cette efficacité.
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4. La méthodologie Single Case Experimental Design

En rééducation, il est difficile de produire des études cliniques de haute valeur scientifique.
Effectivement, les essais controlés randomisés (RCT) nécessitent des groupes homogeénes de taille
suffisante. De plus la généralisation des résultats peut rester difficile devant I'analyse de moyennes
qui ne prend pas, ou tres peu, en compte les sujets avec des résultats dans les extrémes. C'est pour
ces raisons qu’une méthodologie adaptée a des groupes hétérogeénes, de sujets en faible nombre ou

chaque patient est son propre contrdle est nécessaire.
A. Généralités

Le Single Case Experimental Design (SCED) ou étude expérimentale en cas unique, est une
méthodologie spécifique de haute valeur scientifique. Cette méthodologie permet de démontrer un

lien entre I'introduction d’une intervention et des résultats.

Les caractéristiques générales des SCED sont bien définies ****:

- Il s’agit d’'une étude prospective.

- Un «cas » est 'unité d’intervention. Qu’il s’agisse d’un seul sujet ou d’un groupe de sujets
(classe, communauté). Ou chaque cas est son propre controle.

- LUintroduction de [lintervention (qui est la variable indépendante) est séquentielle,
randomisée et programmée. Les mesures du critere de jugement sont systématiques et
répétées. Ceci permet de définir les différentes phases de I'étude (phase initiale et phase
d’intervention).

- Une vérification des mesures est nécessaire pour au moins 20% des mesures. Il faut au moins
trois démonstrations d’effet et au moins trois mesures par phase.

- Les cas doivent étre décrits un par un.

Selon 'OCEBM (Oxford Centre for Evidence-Based Medicine), une revue systématique d’études SCED
présente un niveau de preuve équivalent a celui d’'une revue systématique d’études controlées
randomisées c’est a dire d’un niveau 1 (https://www.cebm.net/wp-content/uploads/2014/06/CEBM-
Levels-of-Evidence-French-2.1.pdf).

Les SCED ont pour intérét de n’utiliser qu’un cas, ce qui permet d’étudier des maladies ou des
traitements rares. Le fait que chaque cas soit son propre contréle permet également d’étudier des

populations tres hétérogeénes sans perdre la spécificité de chaque sujet.
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Du fait du faible nombre de cas étudiés, il parait difficile de généraliser les résultats retrouvés. Pour
prouver l'efficacité de l'introduction d’une intervention par la méthode SCED, Kratochwill & al.
établit la regle du « 5-3-20 »*. Il faut prouver une possibilité de réplication des résultats, par cing
études SCED, réalisés par trois équipes de recherche différentes, portant sur une combinaison d’au

moins vingt cas.

B. Les types de SCED

Il existe plusieurs type de d’étude en SCED : en introduction/retrait, en lignes de base multiples et en

traitement alternant.
SCED en Introduction/Retrait

Appelés aussi N-of-1 trial ou ABAB. Ce type de SCED ne peut étre utilisé qu’avec des interventions
avec effet immédiat, au washout court et avec un effet on/off lors de I'intervention. Trois transitions
sont obligatoires, que I'on peut effectuer de différentes manieres : ABAB, ou ABACA, ou encore
A(A+B)A(A+C)A. Ou A est la phase « baseline» ou état de base, et B et C correspondent aux phases
d’introduction de l'intervention. Ce sous-type de SCED est adapté pour étudier I'intérét d’aides
techniques (aide-mémoire, synthese vocale...), orthéses, traitements médicamenteux (avec effet

on/off seulement) ou encore des aménagements de I'environnement (domicile ou scolaire).

Quand une étude de type ABAB comporte au moins 3 sujets et des transitions randomisées, celle-ci
prend le nom de « Multiple N-of-1 trial ». Ceci représente le plus haut niveau de preuve des SCED, si

la méthodologie est respectée.

Ce sous-type est celui qui a été choisi pour I'article qui suivra, puisqu’il correspond le mieux a nos
objectifs. La figure 6 est un exemple de présentation des résultats d'une étude SCED en

introduction/retrait.

Psin (cm Diagram 1

Figure 6
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SCED en traitements alternants

Comme pour les SCED en introduction/retrait I'intervention doit avoir un effet on/off, un washout
court et un effet immédiat. L'introduction de l'intervention est réalisée de fagon alternée avec la
phase baseline, ABACADA..., ol chaque intervention est reproduite de nombreuses fois. La figure 7

présente des résultats d’'une étude SCED en traitement alternants (Diamond& Ottenbacher(1990)).

Baseline : Intervention Follow-up

e
o
o

-
g

Step Length (m)
o o
& 8
g

—a— Dynamic AFO
-4 Tracktional AFO

>
WEvA

0 5
BCBACBCACABA
A ‘ABCBACACBBAC A
CAACBABBACCB
Figure 7

SCED en lignes de base multiples

Lorsque l'intervention présente un washout long, un effet qui apparait quelque temps apres le début
de la rééducation ou des changements lents alors c’est la méthodologie en lignes de base multiples
gu’il faut utiliser. Il existe plusieurs sous types de SCED en lignes de base multiples : a travers les

sujets, a travers les comportements et a travers les contextes :

- SCED en lignes de base multiples a travers les sujets : Au minimum 3 sujets avec une méme
intervention introduite de maniére séquentielle. Une seule transition par sujet permet
d’avoir I'effet de I'introduction de I'intervention démontré 3 fois. La différence entre les 3
sujets est le moment ou commence le début de I'intervention. La figure 8 en est un exemple
(Gharebaghy(2014)).

- SCED en lignes de base multiples a travers les comportements : un seul sujet est nécessaire,
seul change le comportement étudié.

- SCED en lignes de base multiples a travers les contextes : un seul patient, un seul critere de
jugement est mesuré, en introduisant séquentiellement une intervention dans différents

contextes (par exemple des lieux variés).
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Il existe des SCED en lignes de base multiples hybrides ol sont combinées les lignes de base

multiples a travers les sujets et a travers les comportements. |l est également possible de créer un

design combiné entre SCED en traitement alternant et en lignes de base multiples.

e

e e

A | B

L

Figure 8

C. Caractéristiques du critere de jugement

Le critére de jugement doit pouvoir étre répété de nombreuses fois sans effet re-test majeur. Il doit

respecter le critere de fidélité inter juge, en étant suffisamment sensible au changement. La

fréquence de sa mesure doit étre définie et stable au long de I’étude. Il faut parfois créer sa propre

mesure pour trouver un critére qui puisse répondre a la question posée.

D. La randomisation

La randomisation permet d’augmenter la crédibilité scientifique de I'étude®. Il est possible de

réaliser une randomisation a plusieurs niveaux :

La date de fin de la baseline. En sachant qu’il faut idéalement 5 points par phase mais que 3
peuvent suffire. Le grand nombre de mesures durant la baseline permet de rechercher la
stabilisation de celle-ci.

Pour les SCED en introduction/retrait : le moment du changement de phase.

Pour les SCED en lignes de base multiples : 'ordre des patients recevant I'intervention, des
contextes ou des comportements.

Pour les SCED en traitement alternant : I'ordre des interventions.
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E. Interprétation des résultats

L'interprétation visuelle des résultats a une place majeure et doit étre réalisée directement, par

. . 36 . . aleg 2
analyse visuelle sur les graphiques™. On y analyse la moyenne (ou niveau), la tendance, la variabilité
et le chevauchement au sein d’une phase et entre les différentes phases. Les analyses statistiques
peuvent y avoir une place”. Il est nécessaire de présenter les résultats bruts, pour favoriser une
deuxieme lecture choisie par le lecteur, ainsi que pour accompagner la réalisation, a posteriori, de

méta-analyses®.

Le calcul de la taille de I'effet («effect size») permet de quantifier I'effet de I'intervention. Il existe
quatre méthodes pour y parvenir: calcul du PND («Percent of Non-overlapping Data»); du PAND
(«Percent of All Non-overlapping Data»); du PEM («Percent of data points Exceeding the Median»);
et du NAP («Non-overlap of All Pairs»). Chacune de ces méthodes a ses propres intéréts et

désavantages®®*’.

F. Qualité méthodologique du SCED

L’échelle RoBiNT (15-items Risk of Bias in N-of-1 Trials) crée par Tate & al.** permet d’évaluer la
qualité méthodologique d’une étude SCED. Les évaluations psychométriques ont montré un fort
coefficient d’objectivité, ainsi qu’une forte validité de preuve. Le SCRIBE (Single-Case Reporting

41,42

guideline In BEhavioural interventions) est un document permettant de vérifier la qualité de

I’écriture d’un article SCED.

G. Comment réaliser une étude SCED ?

Un guide pratique des études SCED a été publié en Décembre 2017 dans les Annals of Physical and
Rehabilitation Medicine par Krasny et Evans®. Celui-ci permet de réaliser sa propre étude en

fonction de la question posée, si cette méthodologie peut y correspondre.

La partie suivante contient le travail central de cette thése, dont chacun des éléments a été décrit
précédemment. Ce travail est une étude clinique recherchant I'efficacité d’'une orthese suro-
pédieuse rigide chez des sujets souffrant d’arthrose de cheville sévere, et ceci en utilisant une

méthodologie SCED.

Cet article a été soumis aux « Annals of physical and rehabilitation medicine ».
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1. Introduction

One percent of the world population suffers from ankle osteoarthritis (AOA), which is nine times less
common than symptomatic osteoarthritis of the knee or the hip 2. Previous trauma to the ankle
joint is the most significant predisposing factor contributing to the development of AOA (65-80%)°.
Primary AOA affects an older population, it is less painful and leads to more range of motion
limitation than posttraumatic AOA“. General diseases such as rheumatoid arthritis,
hemochromatosis and hemophilia® lead to 13% of AOA cases. Walking pain and functional limitations
(secondary to ankle dorsiflexion/plantarflexion range of motion limitation) are the most common
presenting symptoms in patients with ankle arthritis**. AOA diagnosis is clinical and radiological®”.

148 several kind of braces have indication in AOA treatment.

The use of orthosis is admitted in AOA
Plantar soles can be used on excessive hindfoot varum or valgum. Shoe modifications such as rocker
bottom sole and solid-ankle cushion-heel can be added to assist in sagittal plane motion”®. The
custom moulded ankle foot orthosis (AFO) can be anterior, posterior or antero-posterior (e.g. boot).

The material used can be leather, plastic (rigid or flexible) or carbon fiber””’.

Huang & al find that the most suited orthosis for AOA osteoarthritis treatment is the rigid hindfoot
orthosis. This orthosis provides selective restriction of the ankle-hindfoot motion, and allows
sufficient forefoot motion compared to the ankle-foot orthosis®. But there are no controlled studies

about the benefit of these braces in the walking pain of patients suffering from AOA. The difficulty to
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develop a randomised controlled trial (RCT), the few people affected (with a heterogeneous

population) and the little clinical interest of a scientific evidence, seem to be the reasons why.

In this study, we chose to use a single case experimental design (SCED) over a RCT. Indeed the aim of
this study is the evaluation of the efficiency of an intervention, with few patients and the
impossibility to obtain a homogenous sample of patients for a group study. The RCT needs a lot of
subjects and a homogenous population. However the SCED methodology comparison is within-

subject rather than between-subject and permits to examine heterogeneous and smaller population.

The aim of this study is to assess the efficiency of a rigid ankle foot orthosis (AFOR) on the walking
pain in subjects who suffer from AOA. Our hypothesis is that the AFOR permits reduction of the

walking pain and increases walking speed.

2. Method
2.1 Design

This study was a SCED in introduction and withdrawal denoted as ABAB (or multiple N-of-1 trial)™.
According to the OCEBM (Oxford Centre for Evidence-Based Medicine), a multiple N-of-1 trial
presents the same level of evidence as a RCT, that is to say a level 1 (The Oxford 2011 Level of
Evidence). The AFOR is the treatment with an on/off effect, no wash-out period and an immediate
effect. The A phase was the baseline, a walk with usual shoes and without orthosis. The B phase was
the introduction of treatment, a walk with AFOR. The walking pain and the walking distance were

assessed repeatedly and systematically throughout the A and B phases.

2.2 Participants

The inclusion criteria were: age between 18 and 70 years old, suffering from one-sided AOA, primary
or post-traumatic, being able to perform the 2 minutes walking test (2MWT). The exclusion criteria
were: cardiovascular diseases, respiratory diseases which keep from performing the walking tests,
neurologic or orthopaedic diseases which could affect the walk (excluding AOA), an incapacity to

understand the study orders.

Subjects were recruited in outpatient podiatry clinic. They were already walking daily with AFOR. The
subject’s consent was researched and written secondary of enlightened information. The 3 subject’s

inclusions were not concurrent.
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2.2.1 Subject 1

Subject 1 was a 28 years old man, suffering from a left lower end fibula and a talus fractures in 2010.
An osteosynthesis, a syndesmodesis screw and spindle in the talus were performed. In 2012 and
2015, debridement of anterior ankle osteophytes were practised regarding the occurrence of walking
pain. In 2015, because of a severe post-traumatic AOA confirmed by TDM, an ankle arthrodesis was

proposed but was refused by the patient.

He was 166 cm height and weighed 69 kg (BMI 25 kg/m?2). There was no foot inflammatory sign. The
left ankle dorsiflexion/plantarflexion ranges of motion were limited (20/5/0) and were regular on the
right side. The sub-talar joint was fixed. Palpation of the lateral malleolus was painful. He wore the
AFOR every day each time he wore shoes for 6 months before the study. His walking perimeter
without the orthosis was limited at home. The perimeter with the AFOR was not limited, he was able

to go hiking for 10-15 kilometres and to ride a bicycle without pain.

The French satisfaction questionnaire ESAT (Evaluation de la Satisfaction envers une Aide technique

version 2.0) showed a total of 4.7/5, in which 5 is the maximal satisfaction.

The 2017 standing radiographs (cf Figure 1a and 1b) assessed a bilateral regular hindfoot valgus,
signs of ankle osteoarthritis with narrowing joint space, subchondral sclerosis and anterior

osteophytes.

2.2.2 Subject 2

Subject 2 was a 55 years old man who suffered from a car accident in 1983 with a complex
traumatism of the left leg with fractures of the femur, the tibia, the patella and the 4 last metatarsal
bones. Following this traumatism, he suffered from multiples left ankle sprains. In 2012, a scanner
assessed a severe AOA. A Dwyer hindfoot valgisation osteotomy and a cuneo-metatarsal arthrodesis

were performed in 2015. An ankle arthrodesis was proposed but was refused by the subject.

He was 185 cm tall and weighed 85 kg (BMI 24.4 kg/m?). There was no foot inflammatory sign. The
left ankle dorsiflexion/plantarflexion ranges of motion were limited (20/0/0) and were regular on the
right side. Sub-talar joints were symmetrical, the left toes were stiff. Without AFOR, he could only
walk for a few meters bare foot. The walking pain appeared from the first step. With shoes his
walking perimeter was 5 minutes. He often used a stick for long journeys. The maximum walking pain
was 9/10 (VAS), and the minimum was O (strict rest in bed). He wore the AFOR every day for 1 month
before the study. His walking perimeter with the AFOR rose to 2 km, with the maximum pain around

4/10.

The satisfaction questionnaire ESAT showed a total of 4.17/5.
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The 2017 left foot standing radiographs (cf Figure 1c and 1d) assessed severe ankle osteoarthritis

joint space narrowing, anterior and medial osteophytes.

2.2.3 Subject 3

The third subject was a 52 years old man. He suffered from a right bi malleolar fracture in 2016. An
osteosynthesis with plate and screws of the fibula and the tibia were performed. Secondarily
appeared walking pain. Radiographs and MRI showed ankle osteoarthritis which was more severe on
the lateral side, inferior tibio-fibular arthritis and intra articular fragments. He received one intra
articular corticoid injection, which reduced the walking pain only for 2 weeks. A total ankle

arthroplasty was proposed but only a few years later.

He was 178 cm tall and weighed 92 kg (BMI 29.0kg/m?, overweight). There was no foot inflammatory
sign. The right ankle dorsiflexion/plantarflexion range of motion were slightly limited (10/0/45) and
were regular on the left side. Without the AFOR, he could only walk for 10 minutes before having
walking pain (from 0 to 8 on a scale of 10). With the AFOR, he could walk for 20 minutes. He wore
the AFOR only when he was in pain, approximatively 3 or 4 days per week and favoured the device

on a hard day at work.
The satisfaction questionnaire ESAT showed a total of 4.9/5.

The 2017 right foot standing radiographs (cf Figure 1e and 1f) assessed severe ankle osteoarthritis,

joint space narrowing, anterior, posterior and medial osteophytes. Inferior tibio-fibular arthritis.

2.3 Equipment

The AFOR (cf Figure 2) was a rigid ankle foot orthosis made with carbon fibre. The proximal end was
2-3 cm below the anterior tibial tuberosity, the distal end was the metatarsal heads. The position for
the plaster moulding was a painless standing position with small ankle plantarflexion and 5-7° of
hindfoot valgus. An orthopaedic sole could be associated. Its aim was to immobilize the ankle and
the sub-talus joints in a functional, unpainful position. Its prescription is a current care in our

outpatient population.

2.4 Intervention

The subjects performed 2MWT™ at fast speed, without (A phase) and with AFOR (B phase). The
number of sessions per phase were randomly varied during each of 20 sessions (by draw). The 2MWT

were realised on a 30 meters hallway.
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Our main outcome was the walking ankle pain on the Visual Analog Scale (VAS)™ on a scale of 10
centimetres (cm). The metering of the VAS was asked to the subject at the end of each 2MWT. The
second outcome was the distance walked during the 2MWT. The 2 outcomes were collected by a

blind assessor and the process accuracy was controlled by the main investigator of the study.
This intervention was approved by the local ethic comity.

2.5 Analysis

A visual analysis of the results, mean and the trend™* were assessed between each phases (A1-B1-
A2-B2). The Nonoverlap of All Pairs (NAP) is an indicator of performance differences between phases

101516 1t is a nonparametric technique for measuring nonoverlap or

specific of SCED studies
“dominance” for two phases. The NAP summarizes data overlap between each phase A datapoint
and each phase B datapoint, in turn. NAP: 0-50 correspond to no effect of the intervention, 0.50-
0.65: weak effect, 0.66-0.92: medium effect and 0.93-1: strong effect™. In many cases it is a better
solution than tests of mean or even median differences across phases. The NAP, confidence intervals,
standard error and randomization test were realised on the following software, Pustejovsky, J. E. &

Swan, D. M. (2018). Single-case effect size calculator (Version 0.4) Web application. Retrieved from

https://jepusto.shinyapps.io/SCD-effect-sizes/.

The Brindley plot is a test comparing A mean to B mean for each subject which permits to assess a

therapeutic effect of the intervention and to compare each subject intervention’s response”’.

3. Results

The NAP, confidence intervals and standard error are presented in Table 1.

3.1 Subject 1

There was no undesirable event during the tests. All of the VAS pains were weaker with the AFOR
compared to without. The pain trend was increasing all along the tests without AFOR, while they
were stable (near to 0) with AFOR (cf Figure 3). Concerning the walking pain, as seen on Figure 4, A
phase mean was more than 30% superior to B phase mean. The randomization test showed a

significant reduction of walking pain in B phases (p = 0.025).

The walking distances were greater with AFOR. The walking distances tended to increase faster with

AFOR than without (cf Figure 3).
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3.2 Subject 2

The walking series 16 and 17, could not be realised because of the accumulated walking pain (10 on
the VAS scale) without orthosis. This initial protocol change was made secondarily to the subject’s
demand. We assumed that the pain was maximal (10 cm) and the distance walked minimal (0 m) for

series 16 and 17.

The walking pain was weaker when the subject wore AFOR. It tended to increase all along the
walking series without AFOR, whereas they stayed stable with the orthosis (cf Figure 3). A phase
mean was more than 30% superior to B phase mean (cf Figure 4). The randomization test showed a

significant reduction of walking pain in B phases (p = 0.016).

The walking distances were larger with the orthosis. All the walking distances were greater in the
2MWT with the orthosis than without. The walking distances tended to decrease all along the

walking series without AFOR (cf Figure 3).

3.3 Subject 3

There was no undesirable event during the tests. The walking pain was weaker when the subject
wore the orthosis (cf Figure 3), however the pain was fluctuant all along the walking series, and
whatever the phase. A phase mean was more than 30% superior to B phase mean (cf Figure 4). The

randomization test showed a non-significant reduction of walking pain in B phases (p = 0.14).
The walking distance was not different between each phase (cf Figure 3).

4, Discussion

In our study, we demonstrated that the walking pain decreases significantly while wearing the
orthosis for the 2 first subjects. The walking distance increases significantly while wearing the
orthosis for 2 subjects. The introduction of AFOR has a strong effect® for Subjects 1 and 2, and a
medium effect for Subject 3 on the decrease of the walking pain (cf Table 1). At baseline, walking
pain increases all along the 2MWT of the subjects whereas the walking distance stays stable. These
results prove a functional interest to the use of AFOR in symptomatic AOA to decrease pain and
increase walking speed. As seen on the Brindley plot (cf Figure 4), the increase of walking pain during
A phase was superior to 30% in the three subjects compared to B phase. And this despite that every

subject had a very different level of walking pain. This heterogeneity is in favour of the use of a SCED.

Studies about braces in AOA do not explore walking pain. Huang & al® found that the most suited
orthosis for AOA osteoarthritis treatment is the rigid hindfoot orthosis by studying the

immobilization of the joints (ankle, hindfoot and forefoot) range of motion. Shine & al described
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different types of braces, their fabrication details and their effects’. Bono & al described different
kind of braces according to each foot and ankle joint'®. But they did not explore the efficacy on
walking pain. The efficacy of foot orthosis on the walking pain was only studied in ankle joint

disintegration in haemophilia19 and in midfoot osteoarthritis®.

One of the great interest of the orthosis compared to the other AOA treatments is the absence of
severe side effects. The only orthosis’s side effects are cutaneous and functional. Their prevention is
possible by using the thermoformed protective foam inside the orthosis, at the riskier locations
(malleolus and tibial crest) and by supervising the initial subject use. Secondary adaptations can be

done in case of wound apparition.

Indeed oral nonsteroidal anti-inflammatory drugs (NSAIDs), which are the first intention gold
standard treatment of the AOA, have several side effects that can be very harmful®’. The second
intention treatment is the corticosteroid intra-articular injection, which exposes to the risk of
iatrogenic septic arthritis which could be extremely severe™. Surgical treatments (conservative or
not) have numerous side effects™®. The greatest risk of conservative surgical treatments are the
superficial and deep infections, then come delayed wound healing and sequelar pain®. Ankle
arthrodesis and total ankle arthroplasty are the 2 gold standard treatments of severe AOA. The most
common complications of ankle arthrodesis are non-union or pseudo arthrosis, delayed union, stress
fracture, painful hardware, painful subtalar joint and infections”. At long-term arthrodesis can lead to
sub-talar osteoarthritis®>. The most common complications of total ankle arthroplasty and reasons
for failure of total ankle replacements include aseptic loosening, malalignment and deep infection.
Deep infection of a prosthesis often necessitates removal of the implant, irrigation and debridement,
long-term antibiotics, possible antibiotic spacer placement, and consideration of salvage options*>**.
Total ankle arthroplasty and ankle arthrodesis both are effective treatments of end-stage ankle

arthritis but the choice must be tailored to individual patients®.

Thanks to its proximal and distal ends, AFOR immobilises the tibio-talar and the sub-talus joints.
Theses immobilisations cause walking pattern modifications as C.Beyaert & al showed in their study
in a population of nine subjects with ankle arthrodesis®®. The ground reaction force (GRF) progression
was shifted forward during mid-stance, heel-off occurred earlier and was associated with less
anterior tilt of the tibia and a more posterior position of the GRF with reference to the metatarsal
heads. These walking pattern modifications could be similar by wearing an AFOR which immobilizes
the tibio-talar joint. There are other functional side effects such as difficulties for getting down the
stairs, squatting position, putting on shoes and walking on slopes. Furthermore the difficulty to walk

on irregular surface is due to the immobilization of the sub-talar joint, which is also present with this
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AFOR. The walking pattern is modified compared to a healthy subject when wearing the AFOR.
However subjects suffering from symptomatic AOA usually have walking pattern modification like
lameness provoked by walking pain. In our opinion, the balance between benefit and risk is in favour

of the use of AFOR.

Nevertheless, the subjects displayed a good satisfaction on the ESAT questionnaire which is the
French version of the QUEST (Quebec User Evaluation of Satisfaction Technology)®’. The Subject 1
ESAT was 4.7, 4.17 for Subject 2 and 4.9 for Subject 3. The interest is that every side effects are

immediately reversible when the orthosis is removed.

The orthosis decreases the walking pain and increases the walking distance, with a very few and
reversible side effects in comparison to the other AOA treatments. The AFOR has a confirmed place
in the AOA management and could be proposed to every patient as an alternative or a concomitant
treatment of AOA. AFOR could be used before the surgical stage and could be a good alternative to
the surgical ankle arthrodesis for the patients who do not want or cannot (patients refuted by the

anaesthetist), benefit from the surgical option.

This study is a multiple N-of-1 trial. The SCED method quality is respected®, and the study is written
according to the guidelines®. Our population (3 subjects) is heterogeneous, the comparison is within-
subject, which could be done because of this specific methodology. The SCED allows researchers to
focus on the case-specific treatment effect, which has a tendency to be lost in group comparison

designs where the focus is on the average treatment effect across individuals.

The lack of study about orthosis treatment in AOA could be explained by methodological difficulty.
The SCED methodology in introduction and withdrawal can determine whether a causal relationship
exists between the wearing of the orthosis and a meaningful change in the walking pain'. In
equipment studies the blindness is only possible for the assessor. This design is adapted for this
study, and shows significant results. Because of its characteristics this methodology should be used
more often in rehabilitation equipment studies. In this methodology the visual analysis of the results
(the trend, the mean and the non-overlapping, Brindley plot)"® permits a fast analysis and

interpretation of the results.
This study presents few limitations.

The assessed walking pain differences for the subjects 1 and 3 are significant but lower than the
clinically important change of the VAS. Indeed, the VAS clinically important change is 30.0

millimeters®.
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Other studies are necessary to evaluate the residual range of motion of the ankle and the hindfoot
during walking while wearing the orthosis. This could permit to assess the reality of the joint
immobilization, and to compare AFOR versus surgical ankle arthrodesis efficiency, tolerance and
satisfaction, but it is, at the moment, technically difficult to realize. It would allow to assess if the
orthosis really is an alternative to the surgical option for the subject who suffers from severe AOA

and does not want or cannot be operated.

5. Conclusion

The rigid ankle foot orthosis (AFOR) decreases the walking pain in subjects suffering from ankle
osteoarthritis. Furthermore the orthosis permits the increasing of the walking speed without
increasing the walking pain. The efficacy of the AFOR is probably due to the good quality of ankle
immobilisation, thanks to its distal and proximal ends. Other studies in single case experimental
design are needed to confirm that the AFOR is efficient in AOA population. In order to generalize the
efficiency of the intervention, a minimum of 5 SCED studies, conducted by at least 3 research

teamwork, with at least 20 cases are needed*".
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Annexes

G
EN CHARGE

Figure 1: a: profile, b: front left ankle radiographs of Subject 1; c: profile, b: front
left ankle radiographs of Subject 2; e: profile, f: front right ankle radiographs of Subject 3
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Figure 2: Picture of AFOR, front, back and left side.

NAP, Standard eror, CI 80% Subject 1 Subject 2 Subject 3
Atl—=81 " 0 [1.000, 1.000] 0.53" 0.0789 [0.648, 0.989) 0,72 0.176 [0.380, 0.912)
VAS (tm) Bi->A2 0" 0 [0.000C, 0.000j 0 0 [0.000, 0.000] ©0.14" 0.110 [0.0384, 0.420]
A2->B2 1" 0 [1.000, 1.000} 1" 0 [1.000. 1.000] 0.53* 0.0783 [0.643, 0.983]
Walking Al1->81 1" 0 [1.000. 1.000] 1 0 [1.000, 1.000] 0.33 0.192 [0.117, 0.665]
distance (m) B1->A2 01" 0.0%84 0.0232 0.370 0* 0 [0.000, 0.000] 0.3 0.167 [0.161, 0.634]
A2~>B2 ) b 0 {1.000, 1.000) (7 0 [1.000, 1,000] 06 0,181 [0.322, 0.822)

Table 1: Nonverlap of All Pairs (NAP), standard error, 90% confidence intervals for each
subject pain and distance during 2MWT. * correspond to a significant difference with
p<0.05.
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Figure 3: Diagrams of pain (diagram 1) and walking distance (diagram 2)
during 2MWT, for each subject (subject 1, subject 2, subject 3).
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Figure 4: Brindley Plot, A phase mean in function of B phase
mean according to walking pain. Subject 1 in red, Subject 2 in
green and Subject 3 in blue. The broken ligne correspond to an

improvment of 30%.

-57-



Conclusion

Conclusion

L'arthrose de cheville est une pathologie dégénérative beaucoup moins fréquente que Ia
gonarthrose et coxarthrose. Néanmoins elle peut étre responsable de douleurs importantes a la
marche nécessitant une prise en charge thérapeutique adaptée. D’apres notre étude, I'orthese suro-
pédieuse rigide sur mesure est efficace sur la diminution des douleurs a la marche pour des sujets
atteints d’arthrose de cheville symptomatique. Cette efficacité est probablement due a ses
caractéristiques. En effet, ses limites, la position prise lors du moulage et la rigidité du matériau
utilisé expliquent la qualité de I'immobilisation articulaire. Ces caractéristiques, comme son mode de
port, sont sur-mesure. Ceci permet d’étre adapté a I’hétérogénéité des sujets atteints et des formes

d’arthrose de cheville.

Ces résultats sont en faveur de la place du traitement orthétique dans I'arthrose de cheville
symptomatique et en particulier de I'arthrose suro-pédieuse rigide. Cette orthése peut donc étre
proposée au patient lorsque les thérapeutiques physiques et médicamenteuses ne sont plus
efficaces (ou refusées), ou bien étre une alternative au traitement chirurgical, lorsque celui-ci n’est

pas adapté au patient (contre-indication opératoire ou refus du patient).

Cette méthodologie SCED, de haute valeur scientifique, est adaptée a la recherche de I'efficacité d’un
traitement orthétique. Celle-ci est particulierement intéressante car elle permet d’étudier une
population de faible taille, hétérogene, ou chaque sujet est son propre contréle. Ces caractéristiques
de population sont souvent présentes en appareillage. Pour toutes ces raisons, cette méthodologie

gagnerait a étre plus souvent utilisée.
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RESUME DE LA THESE

L’arthrose de cheville est, a long terme, une complication fréquente des traumatismes de cheville. La
douleurs a la marche en est son principal symptéme et est responsable de limitation du périmétre de
marche. Ses traitements non chirurgicaux comprennent les régles hygiéno-diététiques, les anti-
inflammatoires non stéroidiens, les infiltrations intra-articulaires de corticoides et les orthéses. Leur
objectif étant la diminution des douleurs & la marche. Le gold standard des traitements de derniere
intention d’arthrose sévére est I’arthrodese chirurgicale.

Le but de cette étude est d’étudier 1’efficacité d’une orthése suro-pédieuse rigide sur mesure sur la
douleur a la marche dans une population souffrant d’arthrose de cheville.

La méthologie utilisée est celle d’une étude expérimentale en cas unique (ou single case experimental
design, SCED) de structure ABAB. Trois sujets ont été inclus, souffrant d’arthrose de cheville et
portant I’orthése de fagcon quotidienne a domicile. Des tests de marche de 2 minutes ont été réalisées,
de facon répétés, a vitesse rapide, sans (état de base, ou phase A) et avec (intervention ou phase B)
leur propre orthese. La douleur, selon une échelle visuelle analogique (EVA), et la distance parcourue
étaient évaluées a la fin de chaque test de marche. Les évaluations étaient réalisées par un évaluateur
en aveugle. Le nombre de tests de marche par phase était randomisé par tirage au sort.

L’analyse des résultats retrouvait une diminution de plus de 30% des douleurs a la marche durant les
phases B, pour les 3 sujets. Cette diminution était significative pour 2 des sujets. Le port de ’orthése a
permit une majoration significative des distances de marche pour 2 sujets. En état de base, la douleur
augmentait tout au long des tests de marche, alors que les distances étaient stables.

Cette étude en SCED retrouve une efficacité de 1’orthése suro-pédieuse rigide sur la diminution des
douleurs & la marche chez les sujets souffrant d’arthrose de cheville. Porter 1’orthése permet une
majoration de la vitesse de marche sans douleur. D’autres études sont nécessaires pour confirmer cette
efficacité. Cette orthése pourrait étre une alternative interessante a 1’arthrodése chirurgicale chez des
patients souffrant d’arthrose sévere de cheville qui ne veulent pas ou ne peuvent pas béneficier de
I’intervention.
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