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Introduction

1/ Epidémiologie des sténoses pulmonaires :

Les cardiopathies congénitales, des plus simples aux plus complexes, représentent

actuellement 8 naissances pour 1000 en Europe (1).

Les sténoses de branches pulmonaires sont définies par une diminution du calibre
d’'une branche artérielle pulmonaire (2). Celles-ci regroupent plusieurs formes
anatomiques, notamment les sténoses focales, souvent liées a la présence d’un
diaphragme membraneux, qui peuvent étre proximales (en amont de la division en
branches lobaires) ou distales (3), les sténoses multifocales, avec par exemple un
aspect en chapelet, et enfin les sténoses longues qui entrent dans le cadre des
hypoplasies des branches pulmonaires. Sont exclues de notre propos les

hypoplasies, ainsi que les sténoses distales des branches pulmonaires.

Les sténoses focales proximales de branches pulmonaires, isolées ou associées a
une cardiopathie congénitale, représentent environ 2 a 3 % des patients atteints

porteurs d’'une cardiopathie congénitale (4, 5).

2/ Causes de sténoses pulmonaires focales, considérations anatomiques :

Les sténoses de branches artérielles pulmonaires peuvent étre d’origine primitive,
elle sera dite « congénitale » ou assimilée a un équivalent de « coarctation »
pulmonaire. Elles peuvent également étre secondaires a une prise en charge
antérieure, notamment chirurgicale, elles seront alors dites « acquises ». Elles
peuvent aussi étre liées a ces deux mécanismes a la fois. Les sténoses de branches

pulmonaires peuvent enfin étre extrinséques (4).



2.1/ Formes primitives :

Dans leurs formes primitives, les sténoses pulmonaires proximales constituent soit
une des lésions d’'une cardiopathie congénitale (par exemple dans la tétralogie de
Fallot dans sa forme irréguliere, les Iésions des branches pulmonaires sont
associées a une CIV, une sténose pulmonaire infundibulaire +/- valvulaire,
I'hypertrophie ventriculaire droite réactionnelle et la dextroposition de I'aorte), soit

elles sont isolées, sans autre |ésion cardiaque structurelle (4).

Les sténoses proximales de branches pulmonaires primitives peuvent également
entrer dans le cadre d’anomalies génétiques syndromiques (par exemple le
syndrome d’Alagille), ou étre liées a une embryofoetopathie (par exemple

I'embryofoetopahie rubéolique) (4).

2.1.1/ Formes liées aux cardiopathies congénitales :

2.1.1.1/ Sténose isolée d’une branche artérielle pulmonaire

Il s’agit d’'une cardiopathie congénitale avec comme Iésion unique une sténose isolée

d’'une branche pulmonaire. Par définition le cceur est morphologiquement normal.



Image 1 : reconstruction 3D d’un scanner représentant un arbre artériel pulmonaire
avec une sténose ostiale de la branche pulmonaire droite (fleche blanche). Légende,
RPA : artere pulmonaire droite, LPA : artére pulmonaire gauche ; (6).

2.1.1.2/ Formes associées a une cardiopathie conotroncale :

Les cardiopathies conotroncales (ou de la créte neurale) constituent un ensemble de
cardiopathies dont I'étiologie commune est une anomalie de la fusion entre le septum
conal et les autres portions du septum interventriculaire (7, 8, 9). Dans la plupart des
cas il s’agit d’'une déviation en avant et a droite du septum conal, entrainant une
sténose pulmonaire infundibulaire +/- associée a une anomalie de la valve
pulmonaire, le tout entrainant une hypovascularisation de I'arbre artériel pulmonaire
et donc un défaut de développement ayant pour conséquence I'apparition d’'une
hypoplasie ou de sténose de branche pulmonaire. Il s'agit essentiellement de la
tétralogie de Fallot (10), du ventricule droit & double issue de type Fallot (11) et de
I'atrésie pulmonaire a septum ouvert (12). Les autres cardiopathies conotroncales (le
tronc artériel commun (9, 13), l'interruption de I'arche aortique (14), CIV cono-

ventriculaires...) sont moins concernées car causées par une déviation postérieure la



'agénésie du septum conal, ou de formation de la valve pulmonaire n’entrainant pas

d’hypovascularisation de I'arbre pulmonaire (7, 8).

Image 2 : représentation schématique de I'anatomie intra-cardiaque d’une tétralogie
de Fallot. RV : ventricule droit, LV : ventricule gauche, SVC : veine cave supérieure,
PA : artere pulmonaire, Ao : aorte. Image EMC.

Les cardiopathies précédentes représentent la majorité des cardiopathies en
présence dans notre travail. Une sténose des branches pulmonaires peut cependant

s’associer avec toutes les autres cardiopathies congénitales existantes.

2.1.2/ Formes liées aux anomalies génétigues et embryofoetopathies :

2.1.2.1/ Syndrome de Di-George :

Le syndrome de Di-George ou de micro-délétion 22g11.2 est di a une anomalie

chromosomique du chromosome 22, souvent de novo, dont la prévalence est



évaluée entre 1/2000 et 1/4000. Ce syndrome est associé a une cardiopathie
congénitale dans 50% des cas, mais aussi d’'une dysmorphie faciale, des anomalies
du développement psychomoteur avec troubles de la parole, des troubles
dysimmunitaires et une dyscalcémie. Les principales cardiopathies rencontrées sont
les cardiopathies de la voie d’éjection (tétralogie de Fallot, tronc artériel commun,
interruption de I'arche, CIV de la voie d’éjection, certains ventricules droits a double

issue,...) (15).

2.1.2.2/ Syndrome d’Alagille :

Le syndrome d’Alagille est une maladie génétique autosomique dominante dont la
prévalence est de 1/70000. Ce syndrome est associé a des anomalies cardiaques de
type sténoses valvulaires ou supra-valvulaires pulmonaires ou encore une tétralogie

de Fallot (16).

2.1.2.3/ Autres anomalies génétiques :

Parmi les autres anomalies génétiques responsables de sténoses supra-valvulaires
pulmonaires on retrouve le syndrome de Williams et Beuren dont I'atteinte est
autosomique dominante et liée a une mutation du géne de I'élastine et dont la
prévalence est de 1/20000 (17). On rencontre également le syndrome de Noonan, de
transmission autosomique dominante, dont la prévalence est évaluée entre 1/1000 et
1/2500 et est associé aux sténoses supra-valvulaires pulmonaires et
cardiomyopathie hypertrophique (18). Le syndrome LEOPARD est un syndrome
apparenté au syndrome de Noonan avec lentigines multiples, et est lié a la méme
anomalie génétique mais est plus rare dans sa présentation (200 cas décrits dans la
littérature). Ce syndrome est également associé aux sténoses pulmonaires et

hypertrophie myocardique (19). Enfin le syndrome d’hypertortuosité artérielle,



extrémement rare (80 cas décrits dans la littérature), de transmission autosomique
récessive, est associé a une atteinte cardiovasculaire par hypertortuosité artérielle,
dissections et anévrismes vasculaires (20). Le syndrome de Keutel, extrémement

rare (30 cas décrits dans la littérature), de transmission autosomique récessive, est

également a I'origine de sténose des branches pulmonaires (21).

2.1.2.4/ Embryofoetopathies associées aux sténoses de branches pulmonaires :

L’embryofoetopathie rubéolique est 'embryofoetopathie la plus fréquemment
associée a des anomalies cardiaques. On note environ 100000 cas par an et est
associé avec des sténoses supra-valvulaires pulmonaires et persistance du canal

artériel (22).

2.2/ Formes secondaires :

Les formes secondaires de sténoses pulmonaires proximales sont en général liées a
des prises antérieures, notamment chirurgicales (4) par plastie des branches
artérielles pulmonaires (23), mise en place d’un shunt systémico-pulmonaire (ou
anastomose de Blalock- Taussig-Thomas) (24), un cerclage du tronc pulmonaire
placé de fagon trop distale et venant alors s’appuyer en partie sur les branches
pulmonaire et entrainer une sténose de celles-ci (25). Plus rarement, suite a un
switch artériel dans la transposition des gros vaisseaux (26) et de multiples autres
remaniements post-opératoires (apres réimplantation des branches pulmonaires sur
le tronc pulmonaire ou sur un tube prothétique (27), anastomoses de dérivations

cavo-pulmonaires...)



Image 3 : a gauche : représentation schématique d’une anastomose
systémicopulmonaire modifiée (dite de « Blalock » disposée entre I'artére sous-
claviére droite et I'artére pulmonaire droite. Au milieu : cerclage de I'artére
pulmonaire principale. A droite : représentation schématique d’une plastie
chirurgicale de branche pulmonaire.

3/ Conséquences physiopathologiques de sténose de branche pulmonaire :

Une sténose uni ou bilatérale des branches pulmonaires entraine plusieurs
conséquences, sur les régimes de pressions régnant dans les cavités cardiaque, le

débit cardiaque, mais aussi la vascularisation pulmonaire.

Cette cardiopathie entraine en effet un obstacle éjectionnel du ventricule droit et
donc une élévation plus ou moins importante de la pression intra-ventriculaire droite
systolique, en fonction de la capacité de la branche controlatérale a assumer le débit
cardiaque. Cette augmentation de pression dans le ventricule droit est responsable
d’'une hypertrophie réactionnelle du ventricule droit et donc d’'un trouble de
compliance qui altere donc son remplissage et la fonction ventriculaire gauche en
raison de l'interdépendance des deux ventricules (28, 29). Enfin, cette élévation de
post-charge ventriculaire droite peut aggraver une insuffisance pulmonaire pré-

existante, notamment dans la tétralogie de Fallot, et entrainer une dilatation de cette



cavité ventriculaire (30). Cette sténose entraine également, notamment chez le foetus
et 'enfant, une hypovascularisation pulmonaire du c"été atteint qui sera responsable

d’'une hypoplasie relative du poumon ipsilatéral (31, 32).

En cas de sténose artérielle pulmonaire unilatérale (ou bilatérale avec un degré de
sévérité différent) on assistera a I'apparition un flux sanguin préférentiel dans la
branche pulmonaire non ou moins sténosée et donc un hyperdébit dans la branche
pulmonaire non atteinte. Le rapport ventilation/perfusion est alors déséquilibré, avec
un rapport ventilation/perfusion du c6té non sténosé supérieur a celui du coté
sténosé et 'apparition d’'un effet espace mort du coté ou la branche pulmonaire est
sténosée. Par ailleurs d’hyperdébit dans la branche pulmonaire non ou moins
sténosée peut également entrainer, a terme, une hypertension artérielle pulmonaire

de ce poumon (33).

A tres long terme, I’élévation de cette post-charge ventriculaire peut entrainer une
dysfonction ventriculaire droite systolique, avec une altération du débit cardiaque

droit (28, 29).

Ce sont tous ces éléments physiopathologiques qui sont responsables des
symptdmes, notamment la dyspnée, et I'altération des capacités a I'effort chez ces

patients (34).



Image 4 : représentation schématique des conséquences physiopathologiques d’'une
sténose de branche artérielle pulmonaire. D’aprés G. Hiremath et al (33).

4/ Evaluation des sténoses proximales de branches pulmonaires :

4.1/ Evaluation clinique :

La présence d’une sténose de branche artérielle pulmonaire pourra se manifester
chez le patient, en age de parler, principalement par une dyspnée, qui peut étre
quantifiée par I'échelle NYHA ou une altération des capacités d’effort. Cependant,

une sténose de branche pulmonaire peut aussi étre totalement asymptomatique (34).

Cliniguement, cette sténose pourra étre révélée par la présence d’un souffle
systolique en regard de la valve pulmonaire, avec une irradiation dans le dos et les

aisselles, prédominant du c6té de la sténose.

4.2/ Evaluation échocardiographique :

L’évaluation de la cardiopathie congénitale et la recherche d’'une sténose des
branches pulmonaires se fait principalement en échocardiographie, avec comme
principal élément une élévation des pressions ventriculaires droites visualisée par

une majoration de la vélocité du flux de régurgitation tricuspide en doppler continu,



un aplatissement systolique de la courbure du septum interventriculaire en 2D, mais
également de son éventuel retentissement avec une hypertrophie ventriculaire droite,
voire une dilatation dans les découvertes tardives, une altération de la fonction
systolique du ventricule droit, ou enfin une majoration ou I'apparition d’une fuite sur la

valve pulmonaire.

L’échographie cardiaque permet également une visualisation des branches
artérielles pulmonaires proximales, ou on peut visualiser de facon directe une
sténose, avec un aspect de rétrécissement focal en 2D, ou indirectement par la

visualisation d’un gradient significatif (>20mmHg) en doppler continu.

Parfois, en raison de la sténose unilatérale de branche pulmonaire et du flux sanguin
préférentiel dans la branche controlatérale qui en découle, le gradient au travers

d’une sténose peut-étre sous-estimé (35).

4.3/ Evaluation par imagerie en coupes :

Si I'échocardiographie a permis de poser le diagnostic de sténose de branche
pulmonaire, 'imagerie en coupe permettra d’en préciser I'anatomie (localisation
exacte de la sténose et en préciser 'extension, recherche de Iésions associées,
mesure de la taille des branches pulmonaire, et en rechercher la cause en cas de

compression extrinseque).

Souvent, I'échocardiographie est prise a défaut et ne permet que de visualiser le
retentissement de la sténose de branche sur le ventricule droit. Cette atteinte du
ventricule droit, et notamment 'élévation de la pression ventriculaire droite
systolique, doit faire recherche un obstacle sur la voie d’éjection, dont les branches
pulmonaires. La encore, I'imagerie en coupe permettra une évaluation anatomique

précise de I'arbre artériel pulmonaire (36).



L’angioscanner a I'avantage d’étre facile d’accés, rapide, avec une résolution

spatiale trés performante, mais tout en étant irradiant.

L’IRM a 'avantage quant a elle de pouvoir quantifier les flux, notamment d’évaluer la
répartition du flux sanguin dans chaque branche pulmonaire (37), comme le ferait la
scintigraphie ventilation-perfusion. Les développements récents de cette technique
d’imagerie permettent également la détection des flux turbulents ou « vortex », la
vélocité des flux et donc I'évaluation de zones de sténoses éventuelles (38). Ses
inconvénients sont la faible résolution spatiale et temporelle, et la nécessité d’une

anesthésie générale chez les enfants en bas ages.

Ces deux techniques d’'imagerie permettent également de mesurer l'indice de
Nakata, qui est le reflet de la surface totale des arteres pulmonaires (droite et
gauche), indexée a la surface corporelle (39). Cet index est exprimé en mmz/mz2, I
est déterminé grace a la mesure des diametres des deux branches pulmonaires juste
en amont de sa premiére division en branches segmentaires, dans I'axe frontal. Cet
index, habituellement utilisé en angiographie, a été transposé a lI'imagerie en coupes
ou méme I'échographie, comme cela est le cas dans I'étude récente évaluant la
valeur pronostic de cet index dans le syndrome d’agénésie de la valve pulmonaire,
dont les mesures ont été obtenues majoritairement en échographie (40), et cela
méme si aucune étude n’a évalué la comparabilité des mesures obtenues en
angiographie et par les autres techniques d’imagerie. Les valeurs usuelles de cet

index sont environ de 330 = 30mmz2/m2 (39, 41).

Index de Nakata = [(Tr x Dd?/ 4) + (7 x Dg?/4)] / SC.

Dd/g : diametre de la branche artérielle pulmonaire droite/gauche dans le plan
frontal, juste en amont de la division en branches lobaires segmentaires, en mm.
SC : surface corporelle en m2.
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Image 5 : capture d’écran du logiciel RadiAnt DICOM Viewer™ montrant la mesure
en reconstruction multiplans de la longueur cranio-caudale de I'artére pulmonaire
droite, et sa mesure point par point en section orthogonale.

4.4/ Evaluation de la perfusion pulmonaire :

4.4.1/ Scintigraphie ventilation-perfusion :

La scintigraphie ventilation-perfusion est une technique d’imagerie courante utilisant
les rayonnements ionisants émis par des isotopes radioactifs, détectés au moyen
d’'une gamma-caméra. Cet examen permet d’explorer, en paralléle, la vascularisation
et la ventilation pulmonaire, et ainsi de détecter, notamment dans le cadre d’'une
sténose artérielle pulmonaire, un defect de perfusion pulmonaire en regard d’'une
zone normalement ventilé du coté atteint, et une perfusion pulmonaire plus
importante en regard d’'une ventilation normale du c6té non sténosé. Ceci permet de
déduire un pourcentage du débit cardiaque du ventricule droit passant soit dans
I'artére pulmonaire gauche ou droite. Il est admis qu’une différence de perfusion
entre les deux poumons de 10% est physiologique, de telle sorte que le poumon droit

recoive 55% du débit ventriculaire droit et le poumon gauche 45% de ce méme débit.



Techniguement, la scintigraphie de ventilation est réalisée par inhalation micro-
particules de carbone marquées au technétium-99m (d’autres particules radioactives
peuvent étre employées, comme le Krypton ou le Xénon), et la scintigraphie de
perfusion par injection intra-veineuse de macroagrégats d'albumine humaine
marquées au technétium-99m (42). Cette technique a I'inconvénient d’étre irradiante,
I'IRM doit donc étre préférée pour la quantification de la répartition des débits dans

les branches pulmonaires, quand cela est possible.

Image 6 : scintigraphie ventilation-perfusion. A gauche image en ventilation sans
défect. A droite image en perfusion avec défect quasi-total de la perfusion du
poumon droit. Image tirée de G. Hiremath et al (33).

4.4.2/ Epreuve d’effort cardio-respiratoire :

L’épreuve d’effort cardio-respiratoire ou épreuve d’effort métabolique est
actuellement le seul moyen fiable pour évaluer de fagon objective les capacités
d’effort d’un patient. Cet examen permet également, en fonction de différents
parametres ventilatoires (avec mesures de concentration des gaz inspirés et expirés)
et hémodynamiques, d’affiner I'origine d’'une altération fonctionnelle en évaluation la
part liée a une dégradation respiratoire et/ou circulatoire. Les principaux parameétres
étudiés sont le pic de VOZ2 qui est le reflet de la capacité maximale du patient a
I'effort, sous réserve d’'un conditionnement périphérique correct. Le pic de VO2

détermine le pic de consommation en oxygene qui est I'équivalent de la différence



artério-veineuse du contenu en oxygene (DO2(a-v)), lui-méme étant un des
déterminants majeurs du débit cardiaque, via I'équation de Fick. Le pic de VO2
normal est situé entre 30 et 35 ml/kg/min. Ce paramétre est connu pour étre un
marqueur pronostic robuste, y compris chez les patients avec une cardiopathie
congénitale. La VCO2 représente la concentration en dioxyde de carbone expire,
cette concentration augmente au cours de l'effort, en réponse a 'augmentation de la
VO2. Le Ve est le reflet de la ventilation minute, qui est le produit du volume courant
par la fréquence respiratoire. La pente Ve/VCO2 est le reflet de I'efficacité
respiratoire au cours de I'effort et dont de la capacité du patient & éliminer le dioxyde
de carbone pour une ventilation donnée, et suit une relation linéaire. Sa valeur
normale est inférieure a 30%. Ce parametre est également reconnu comme étant un
marqueur pronostic important, et qui a I'avantage de rester interprétable en cas
d’épreuve sous-maximale. D’autres indices hémodynamiques ont une valeur
pronostique reconnue, comme par exemple la puissance circulatoire qui est le

produit de la VO2 par la pression artérielle systolique (43, 44).

En pratique, dans le cas de la sténose proximale de branche pulmonaire et donc de
disparité de répartition des débits dans les branches pulmonaire, il existera un effet
espace mort du coté atteint avec un poumon mal perfusé bien ventilé et participant
peu aux échanges gazeux, notamment peu d’absorption d’oxygéne et peu
d’élimination de dioxyde de carbone. Du coté sain, le poumon sera ventilé de facon
normale mais avec un débit relatif majoré. Afin de compenser I'altération de
I’'hématose controlatérale et d’apporter suffisamment d’oxygéne pour assurer une
TaO2 suffisante et une élimination suffisante du dioxyde de carbone, et en réponse a
la majoration du débit sanguin du coté sain, le patient doit pouvoir augmenter sa

ventilation minute par majoration de son volume courant et de sa fréquence



respiratoire. Ainsi, chez les patients avec une sténose significative de branche

pulmonaire, on observera une augmentation de la pente Ve/VCO2 et une baisse du

pic de VO2 (33, 34).
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Image 7 : pente Ve/VCO (ventilation minute/élimination CO2) pendant 'activité
phyisique. En rouge, la courbe du patient avec sténose pulmonaire, montrant une
diminution de I'efficacité ventilatoire de I'élimination du CO2. D’aprés G. Hiremath et
al (33).

4.5/ Evaluation par cathétérisme cardiaque droit :

Le cathétérisme cardiagque droit est une méthode invasive et irradiante d’évaluation
anatomique et hémodynamique de I'ensemble des cardiopathies congénitales, et
utilise le principe des rayons X. Les indications du cathétérisme cardiaque droit a
visée diagnostique sont actuellement trés restreintes, mais il reste le gold standard

de I'évaluation hémodynamique d’une sténose de branche artérielle pulmonaire.

Il permet d’obtenir des informations importantes pour I'’évaluation d’'une sténose de

branche pulmonaire, dont les pressions intra-cavitaires droites, dont la pression



ventriculaire droite, mais aussi le gradient au travers de la sténose pulmonaire. Ces
informations sont parfois difficiles & évaluer en raison du débit préférentiel dans la
branche controlatérale, mais aussi en raison des conditions de réalisation de
'examen, comme 'anesthésie générale. Le cathétérisme permettra également de
rechercher d’autres sténoses significatives. || permet enfin une évaluation
anatomique en obtenant la morphologique et la nature de la sténose (focale, longue,
multifocale,...), la localisation par rapport aux autres structures anatomiques, le
diameétre de la sténose par rapport au diamétre d’aval qui permettra de mesurer un
index de Nakata et mesurer la taille du stent et du ballon a utiliser en cas de

nécessité d’intervention (45).

Image 8 : Images angiographiques de I'arbre artériel pulmonaire. A gauche : sténose
serrée proximale de 'artére pulmonaire gauche. A droite : artére pulmonaire droite de
dimensions normales. Image Professeur Jean-Benoit THAMBO (Hopital Haut-
Levéque, Pessac).

5/ Indications thérapeutiques :

Les indications de prise en charge des sténoses proximales des branches
pulmonaires sont basées sur des données trés limitées, et contradictoires dans la

littérature. Les cardiopathies congénitales font I'objet de recommandations



internationales par I'European Society of Cardiology (ESC) en 2010 (46) et de
I’American Heart Association (AHA) de 2008 (47), actualisées en 2018 (48) et
également d’'une recommandation spécifique de 'AHA en 2011 (49) pour la prise en

charge percutanée des cardiopathies congénitales :

L’indication a une intervention sur la branche pulmonaire est retenue si :

-réduction de calibre de la branche pulmonaire >50% par rapport aux dimensions

adjacentes (classe 2A),

-pressions ventriculaires droites systoliques élevées >50mmHg ou >2/3 de la

pression aortique systolique (classe 2A),

-gradient de pression >20 mmHg au travers de la sténose de la branche pulmonaire

(classe 2A).

-écart relatif de flux entre les 2 poumons de 30%-70% ou plus (classe 2A).

-présence de symptémes cliniques (dyspnée en premier lieu) en lien avec la sténose

pulmonaire,

Par exemple, des études ont retrouvé un lien entre les anomalies de perfusion
pulmonaires liées a une sténose résiduelle significative de branche pulmonaire et
une altération des capacités physiques a I'effort, notamment une pente Ve/VCO2
plus abrupte. Cette valeur Ve/VCO2 est également, avec le pic de VO2 un puissant
indicateur pronostic dans plusieurs cardiopathies congénitales. G. Hiremath et al. ont
montré une réduction de la pente Ve/VCO2 aprés prise en charge percutanée d’'une

sténose proximale de branche pulmonaire (34).



6/ Possibilités thérapeutigues :

6.1/ Plastie chirurgicale des branches pulmonaires :

La plastie chirurgicale consiste principalement en une ouverture longitudinale dans le
sens du vaisseau et a l'interposition d’un patch d’agrandissement au niveau de cette
ouverture. Cette technique de prise en charge sera favorisée en cas de sténose
significative complexe (sténose longue ou multifocale et sténose de la bifurcation
pulmonaire) ou de Iésions associées nécessitant une prise en charge chirurgicale.
Par contre, elle n’est pas réalisable en cas de sténose distale de branche pulmonaire

(50).

Cette technique est cependant lourde en raison de la nécessité d’une circulation
extra-corporelle, et aux risquex de complications post-opératoires classiques a court
terme. A moyen et long terme, cette technique expose a un risque de resténose non
négligeable (23) en raison de la nature inerte du matériel prothétique utilisé pour la
plastie, et également un risque d’évolution anévrismale ou d’endocardite infectieuse,

mais un risque thrombotique moindre par rapport au stenting.

6.2/ Cathétérisme cardiague interventionnel avec angioplastie seule et stenting
de la branche pulmonaire :

Les sténoses de branches artérielles pulmonaires peuvent étre prises en charge par
cathétérisme interventionnel via un abord fémoral, en général. Lors de cette
procédure, en dehors des informations apportées (détaillée dans la section 5.5), il
sera possible de réaliser une angioplastie (dilatation au ballon) seule de la sténose
ou alors associée a un stenting (51, 52). Le diametre et la longueur du ballon et/ou
du stent sera déterminée en fonction de la longueur de la sténose et du calibre de la

portion du vaisseau situé en aval de la sténose.



L’angioplastie seule au ballon est possible avec un taux d’événements indésirables
graves de moins de 1%. Cependant nettement moins efficace a court et a long
termes que I'angioplastie avec implantation d’'un stent avec un taux de resténose
dans les premiers mois pouvant aller jusque 42% (53, 54). Ces dilatations au ballon
seul seront préférées chez le tout petit enfant de moins de deux ans (en raison du
développement majeur de 'arbre pulmonaire a cette période de la vie (55)) et
bénéficient de multiples avancées technologiques avec le développement de
différents types de ballons. Les ballons basses pressions seront préférés pour les
dilatations de sténoses post-opératoires précoces, en revanche les ballons hautes
pressions et les cutting-balloons seront pour les Iésions natives ou anciennes. Ces
derniers diminuent le risque de re-sténose mais avec un risque de complications plus
élevé. Les ballons hautes pressions sont souvent utilisés pour la dilatation de stents

déja en place (51, 52).

Le stenting est actuellement la technique de choix en cas de sténose significative
focale et isolée de branche artérielle pulmonaire proximale chez les enfants plus
grands enfants ou les adultes avec un taux de succes immeédiat trés satisfaisant (56,

57, 58).

Il existe sur le marché une multitude de stents, qui varient par leurs variétés de
longueurs, de diamétres, de formes avec une architecture variable, et de matieres. lls
sont également auto-expansibles ou non, pré-montés ou non, dilatables ou non. Et
récemment, les stents biorésorbables (59). Le choix du stent se basera sur les
caractéristigues anatomiques de la sténose et du vaisseau en amont et en aval de la

sténose.

Ces techniques présentent 'avantage d’étre beaucoup moins lourdes que pour une

chirurgie cardiaque conventionnelle. Les complications post-procédures sont



également moins importantes et sont principalement liées a I'abord veineux. Tout
comme la plastie, cette technigue expose a moyen et a long termes au risque de
resténose par prolifération intimale ou de développement du réseau artériel
pulmonaire d’amont pour un diametre intra-stent identique, mais aussi d’endocardite
infectieuse ou de fracture de stent. Par ailleurs, le risque thrombotique intra-stent est
plus important et nécessite le plus souvent une anti-agrégation plaquettaire au long
cours (5, 60). Enfin, les conséquences sur la croissance des branches pulmonaires
aprés l'implantation d’'un stent sont peu connues et la littérature sur ce sujet est
pauvre. En effet, nous pourrions craindre qu’aprés le stenting, la distalité du réseau
artériel pulmonaire se fige, méme si nous trouvons dans la littérature une tendance a
la croissance des branches pulmonaires apres stenting chez ’lhomme et sur des
modéles animaux, au prix de multiples redilatations des stents implantés (61, 62, 63,

64, 65).
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Image 9 : a gauche la représentation schématique du positionnement et déploiement
du stent. A droite la représentation schématique de la structure d’un stent.

7/ Problématiqgues :

7.1/ Délai et critéres pronostics de réintervention :

La réalisation d’un stenting pour la prise en charge d’'une sténose proximale de

branche artérielle pulmonaire expose au risque de réintervention a moyen ou a long



terme en raison d’une resténose intra-stent soit par prolifération intimale, soit en
raison du développement du réseau artériel pulmonaire en aval du stent, qui lui,
garde une dimension fixe. Cette réintervention consiste soit en une dilatation au
ballon seul du stent implanté lors de la procédure initiale pour suivre la croissance de
I'enfant (63, 64, 65), soit 'implantation d’un nouveau stent au sein du stent
précédemment implanté, soit en une plastie chirurgicale avec résection du stent en

place.

A notre connaissance, peu d’études se sont intéressées aux critéres pronostics de
réintervention aprés réalisation d’'une stenting d’'une sténose proximale de branche
artérielle pulmonaire. En revanche, les résultats sur le délai moyen de réintervention

sont trés variables dans la littérature (63, 64, 65).

Une réintervention est définie comme précoce dans notre travail si elle survient dans
les 3 ans qui suivent l'intervention initiale. En effet, des études radiologiques ont
montré que la croissance des branches pulmonaires est relativement peu importante
sur une période de 3 ans, quel que soit 'age (41, 66) et plusieurs études ont montré
une moyenne de réintervention supérieure a 3 ans aprées stenting initial, avec un taux

de réintervention inférieur a 1/3 a 3 ans (63, 64, 65).

7.2/ Résultats sur la croissance des branches pulmonaires :

Les résultats a long terme du stenting des sténoses proximales des branches
artérielles pulmonaires est également peu connu, notamment sur la croissance et le
développement du réseau artériel pulmonaire en distalité du stent. En effet,
limplantation d’un stent dans une branche pulmonaire pourrait altérer ou figer son
développement, méme si la littérature semble montrer la tendance inverse, au prix de

réinterventions afin de favoriser la croissance de I'arbre vasculaire pulmonaire.



De la méme fagon, peu de données de la littérature comparent la croissance de la
branche pulmonaire stentée avec la branche controlatérale qui n’a pas nécessité

d’implantation de stent.

7.3/ Efficience de I’'index de Nakata :

L’index de Nakata a montré son intérét, notamment pronostic, dans certaines
cardiopathies. Cependant les méthodes de mesures sont variées...
Echocardiographie, cathétérisme cardiaque, angioscanner de I'arbre artériel
pulmonaire... Cependant, aucune étude n’a montré de corrélation entre I'index de
Nakata et la surface réelle (par mesure manuelle point par point) de la branche

pulmonaire en section orthogonale.



Matériels et méthodes

1/ Objectifs :

1.1/ Objectif principal :

L’objectif principal de notre travail est de déterminer le délai moyen de réintervention
au niveau de la branche stentée, mais aussi les critéres pronostics de réintervention
précoce. La réintervention précoce est définie comme étant la nécessité d’'une
réintervention sur la branche pulmonaire dans les 3 ans suivant la derniére

procédure de stenting.

1.2/ Objectifs secondaires :

Les objectifs secondaires de notre travail sont tout d’abord de définir si le stenting de
la branche pulmonaire sténosée permet d’améliorer sa croissance ou non et ensuite
d’évaluer la fiabilité de I'index de Nakata en comparant la surface obtenue par cet

index avec la surface mesurée point par point en section orthogonale au scanner.

2/ Type d’étude :

Notre travail, rétrospectif et monocentrique, s’intéressait aux patients suivis a l'institut
cceur-poumons du CHRU de Lille ayant bénéficié d’un stenting de branche artérielle
pulmonaire entre le 1°" juillet 1992 et le 1°" juillet 2017. Toutes les procédures de
stenting de branche artérielle pulmonaire étaient réalisées au plateau technique
interventionnel de l'institut coeur-poumons du CHRU de Lille, par 'équipe médicale

du service de Cardiologie pédiatrique et congénitale.



3/ Population :

3.1/ Critéres d’inclusion :

L’unique critére d’inclusion était la réalisation d’'un stenting de branche artérielle
pulmonaire entre le 1°" juillet 1992 et le 1°" juillet 2017 en raison d’une sténose

proximale d’'une ou des deux branches artérielle(s) pulmonaire(s).

Tous les patients ayant bénéficié d’'un stenting avait au moins une indication a la

réalisation de cette procédure.

Par ailleurs, les patients ayant bénéficié de multiples procédures de stenting de
branche artérielle pulmonaire (soit réintervention sur la branche atteinte, soit
intervention sur la branche controlatérale) dans la période d’inclusion, ont pu étre

inclus plusieurs fois dans cette étude.

3.2/ Criteres d’exclusion :

Notre travail ne présente pas de critére d’exclusion, ainsi, tous les patients, quel que
soit leurs ages, suivi aux CHRU de Lille pour une cardiopathie congénitale, et qui ont
bénéficié d’un stenting de branche artérielle pulmonaire dans la période considérée

de I'étude ont été inclus de facon rétrospective.

4/ Recueil des données :

La population de notre travail est basée sur un listing exhaustif de tous les patients
ayant bénéficié d’une procédure de stenting de branche artérielle pulmonaire entre le
ler juillet 1992 et le 1er juillet 2017. Ce listing a été obtenu auprés du secrétariat de

cardiologique pédiatrique et congénitale du CHRU de Lille.

Les données cliniqgues et paracliniques de notre population ont été principalement

recueillies aux moyens du dossier médical informatique des patients via le logiciel



SILLAGE du CHRU de Lille. Des données complémentaires ont également été

recueillies via le centre des archives médicales du CHRU de Lille.

Les imageries par angioscanner thoraciques ont été télechargées sur le logiciel
PACS du CHRU de Lille. Les mesures ont été réalisées par l'investigateur principal

de ce travail au moyen du logiciel RadiAnt DICOM Viewer version 2020.0.

Les données cliniques et paracliniques ont été recueillies sur une période allant du

1°" juillet 1992 au 31 décembre 2019.

4.1/ Données recueillies :

4.1.1/ Données clinigues :

Les données cliniqgues recueillies sont les suivantes :

-données anthropométriques : sexe, age au moment de la procédure de stenting,

poids, taille, surface corporelle,

-présence ou non d’'une anomalie syndromique d’ordre génétique, d’'une dysmorphie
sans anomalie génétique identifiée, notion de cardiopathie congénitale au premier

degré

-symptdmes du patient, notamment douleurs thoraciques, dyspnée, cyanose ou

désaturation objectivée,

-principaux antécédents liés a la cardiopathie : c6té de la branche pulmonaire
atteinte (gauche ou droite), type de cardiopathie classées en 13 anomalies (tétralogie
de Fallot réguliére, tétralogie de Fallot irréguliére, atrésie pulmonaire a septum
ouvert, atrésie pulmonaire a septum intact, sténose isolée de branche pulmonaire,
transposition des vaisseaux isolée ou avec CIV de l'outlet, tronc artériel commun,

ClIV isolée quel gu’en soit le type, fenétre aorto-pulmonaire, coarctation de I'aorte,



VDDI, CAV complet), le type de prise en charge chirurgicale et la date de chacune de
ces étapes (palliative par anastomose systémico-pulmonaire de Balolock et le coté
ou ce shunt a été réalisé, cerclage du tronc pulmonaire, ou curative par la réalisation
ou non d’une plastie de la branche pulmonaire atteinte, le nombre de fois ou une
plastie a été réalisée avant la procédure et la date de la derniére plastie, le nombre
préalable d’angioplastie seule ou avec stenting réalisée et la date de la derniére
dilatation au ballon seul ou du dernier stenting et en cas de stenting préalable, le

nombre de stents déja implantés dans la branche atteinte).

-pendant la procédure de stenting : la pression artérielle systolique,

-les complications survenues apres la procédure de stenting,

-les données de suivi aprés la procédure sont basées sur la nécessité ou non d’'une
réintervention par voie percutanée (angioplastie seule ou nouveau stenting) ou
chirurgicale. La date de réintervention a été recueillie afin d’évaluer le délai entre le

stenting et la réintervention.

4.1.2/ Données paracliniques :

-mesures des dimensions des branches pulmonaires a I'angioscanner

thoracique dans le sens cranio-caudal et antéropostérieur, dans un plan orthogonal
par rapport au trajet des branches artérielles pulmonaires, juste en amont de la
division en branches lobaires segmentaires. La mesure de la surface de section de
chaque branche est mesurée point par point selon un plan orthogonal au trajet des
branches pulmonaires. Les mesures sont réalisées, quand ils sont disponibles, sur le
scanner réalisé quelques semaines avant le stenting et sur le dernier scanner
recensé apres la procédure. Une comparaison avec la branche contro-latérale a été

réalisée quand cela était possible,



-la date de réalisation du dernier scanner réalisé.

-I'index de Nakata est calculé en utilisant le diametre de la branche pulmonaire

mesuré dans le sens cranio-caudal sur 'angioscanner thoracique selon la formule :

Index de Nakata = [(Tr x Dd?/ 4) + (T x Dg?/ 4)] / SC.

D d/g = diamétre de la branche artérielle pulmonaire droite/gauche dans le plan sens
cranio-caudal, juste en amont de la division en branches lobaires segmentaires, en
mm. SC = surface corporelle en m2,

4.1.3/ Données de la procédure de stenting :

-la date de réalisation,

-les données hémodynamiques avec la pression ventriculaire droite et le gradient pic
a pic au travers de la sténose sur la branche pulmonaire atteinte avant et aprés
limplantation du stent. Le calcul du ratio pression ventriculaire droite/pression

ventriculaire gauche (PVD/PVG),

-le type de stent implanté, avec 8 marques de stents recensées (stent Palmaz
Genesis™ (Cordis Cardinal Health ®, Fremont, Californie, Etats-Unis), Valeo™ et
Saxx™ (Bard ®, Murray Hill, Etats-Unis), CP stent™ (Numed ®, Orlando, Etats-
Unis), EV3™ de (Medtronic ®, Dublin, Irlande), Rebel™, Liberté™ et Wallstent™

(Boston ®, Marlborough, Massachusetts, Etats-Unis)).

5/ Analyses statistiques :

L’analyse statistique a été réalisée a I'aide du logiciel R™ (version avril 2020).

Nous avons réalisé pour I'objectif principal une analyse descriptive de la population

et une analyse croisée (bivariée) selon si le patient a subit ou pas une réintervention



précoce et selon si le patient a subit une réintervention quel qu’en soit la durée apres

I'intervention initiale.
Les tests utilisés sont :

-pour les variables quantitatives : test de Pearson, two samples t-test, et un test de

Wilkoxon.

-pour les variables qualitatives : test du Chi2 si I'effectif est supérieur a et un test de

Fisher dans le cas contraire.

Nous avons ensuite réalisé une analyse en régression logistique univariée puis
multivariée pour étudier les facteurs de réintervention. S’il n’était mis en évidence
aucune différence entre les deux populations dans 'analyse croisée (bivariée),

'analyse en régression logistique multivariée n’était pas réalisée.

Pour le premier objectif secondaire nous avons réalisé des tests de Student pour

échantillons appariés. Les résultats sont indiqués sous la forme moyenne écart type.

La méthode de Bland et Altman a été utilisée pour le deuxieme obijectif secondaire
aprés avoir réalisé un test de Student pour échantillons appariés. Le test de
corrélation de Spearman a été pour comparer les deux méthodes de mesure de

surface des branches pulmonaires.

Les box-plots, ainsi que le modele prédictif de croissance des branches pulmonaires
étaient réalisés a postériori a I'aide du logiciel Excel version 2013 (Microsoft ®,

Redmond, Washington, Etats-Unis).

L’intervalle de confiance n’est précisé que lorsque que la p-value est inférieure a

0,05.



Le risque de premiere espece alpha était arbitrairement fixé a 5 %, une différence
était considérée comme significative dans le modele final pour une valeur de p

inférieure a 0,05.



Résultats

1/ Caractéristiques de la population globale :

La population de notre travail (dont les caractéristiques sont détaillées dans le
tableau 1), recrutée de facon rétrospective, comprend 47 patients dont la majorité est
de sexe masculin (63,8%), et d’age moyen (écart-type) de 12,4 ans (3,7-21,1) lors de
la procédure. Un seul patient (soit 2,1% de notre population) a moins de 6 mois et un
seul (2,1%) a un age compris entre 6 mois et 2 ans, 22 patients (46,8%) ont un age
compris entre 2 et 12 ans, et 23 patients ont plus de 12 ans (48,9%). Le poids moyen
lors des procédures est de 38 kg (16-60). Un seul patient a un poids inférieur a 6kg
(2,1%) et un seul entre 6 et 10 kg (2,1%), 21 patients (44,7%) ont un poids compris
entre 10 et 35 kg, et enfin 24 patients (21,1%) un poids supérieur a 35 kg. Au total,
14,9% des patients présentaient un trait syndromique dont 6,4% ont un syndrome de
Di-George, 4,3% un syndrome d’Alagille, 4,2% une autre anomalie morphologique ou
antécédent familial au premier degré sans anomalie génétique authentifiée. Les
cardiopathies congénitales les plus représentées sont les cardiopathies cono-
troncales avec la tétralogie de Fallot dans 51,1% des cas (29,8% dans sa forme
réguliere et 21,3% dans sa forme irréguliére), I'atrésie pulmonaire a septum ouvert
dans 19,1% des cas. La répartition des autres cardiopathies est représentée dans le

tableau 1.

29,8% de nos patients présentaient des symptémes avant la réalisation du stenting

de branche pulmonaire.

Parmi les 47 patients recensés, 51% avaient bénéficié d’'une anastomose systémico-
pulmonaire dans les premiéres semaines de vie, 63,8% avaient bénéficié d’une

angioplastie préalable au ballon seule, 25,5% d’un stenting préalable et enfin 51%



avaient bénéficié d’une plastie chirurgicale préalable de branche artérielle

pulmonaire au cours du suivi.

Au cours du suivi, 65,9% des patients ont bénéficié d’une réintervention (dilatation au

ballon seul, stenting, ou plastie chirurgicale).

65,9% des patients avaient une sténose bilatérale des branches artérielles

pulmonaires.

Libellé Valeur

Sexe du patient

Homme 30 (63.8%)
Age moyen (en années) 12,4 (3,7 -21,1)
Age regroupé (en années)

Moins de 6 mois 1(2.1%)

Entre 6 mois et 2 ans 1(2.1%)

Entre 2 ans et 12 ans 22 (46.8%)

Plus de 12 ans 23 (48.9%)
Poids moyen (en kg) 38 (16 - 60)
Poids regroupé (en kg)

Inférieur ou égal a 6 kg 1 (2.1%)

Entre 6 et 10 kg 1(2.1%)

Entre 10 et 35 kg 21 (44.7%)

Plus de 35 kg 24 (51.1%)
Taille moyenne (en cm) 135.5 (102,5 - 168,5)
Surface corporelle (en m?) 1.2(0,7-1,7)
Cardiopathie principale

Fallot régulier 14 (29.8%)

Fallot irrégulier 10 (21.3%)

Atrésie pulmonaire a septum ouvert 9 (19.1%)

Sténose isolée de branche pulmonaire 1(2.1%)

Atrésie pulmonaire a secteur intact 1(2.1%)

Transposition des vaisseaux + CIV 2 (4.3%)

Tronc artériel commun 3 (6.4%)

Communication interventriculaire 2 (4.3%)

Fenétre aorto-pulmonaire 1(2.1%)

Transposition des gros vaisseaux 1(2.1%)

Ventricule droit a double issue 3 (6.4%)

Association syndromique
Aucun syndrome ni malformation associée 40 (85.1%)




Di-George

Alagille

Cardiopathie au premier degré
Fente labio palatine

3 (6.4%)
2 (4.3%)
1(2.1%)
1(2.1%)

Symptémes
Aucun
Dyspnée
Douleur thoracique
Désaturation / cyanose

33 (70.2%)
11 (23.4%)
1(2.1%)
2 (4.3%)

Anastomose systémico-pulmonaire préalable

24 (51.1%)

Coté de I'anastomose systémico-pulmonaire préalable
Gauche
Droite
Des deux cotés

15 (62.5%)
6 (25%)
3 (12.5%)

Plastie chirurgicale préalable

24 (51.1%)

Coté de la plastie chirurgicale préalable
Gauche
Droite
Des deux cotés

16 (66.7%)
2 (8.3%)
6 (25%)

Dilatation préalable au ballon seul

30 (63.8%)

Stenting préalable d’une branche pulmonaire

12 (25,5%)

Atteinte bilatérale

9 (19.1%)

Réintervention

31 (65,9%)

Tableau 1 : caractéristiques de notre population générale de 47 patients ; (CIV :
communication interventriculaire).

2/ Données liées au cathétérisme :

Un total de 69 stents ont été implantés au cours de 61 procédures distinctes. 8
procédures ont conduit a 'implantation d’un stent dans chaque branche pulmonaire ;
parmi ces 8 procédures, deux ont été réalisées chez une méme patiente a 2 ans et 6
jours d’intervalle. 2 autres patients ont bénéficié de I'implantation d’'un stent dans les
deux branches pulmonaires a I'occasion de 2 procédures distinctes pour chaque
patient (soit au total 4 procédures) et 11 patients ont bénéficié d’une réimplantation
d’un stent sur la méme branche pulmonaire que lors de la procédure initiale.
Autrement exprimé, 42 stents ont été implantés chez 20 patients, et 27 autres stents

chez les 27 patients restants.



47 patients avec
sténose de branche
artérielle pulmonaire

61 procédures pour
69 branches
artérielles
pulmonaires stentées

2 patients stentés sur
11 patients stentés les deux branches 27 patients stentés
sur la méme branche artérielles une seule fois sur une
artérielle pulmonaire pulmonaires au cours seule branche
au cours de deux de 4 procédures artérielle pulmonaire
procédures distinctes distinctes

8 procédures au cours
de laquelle les deux
branches artérielles
pulmonaires ont été

stentées, chez 7
patients différents

Figure 1 : flow-chart représentant la répartition et les caractéristiques des 61
procédures de stenting réalisées dans notre population de 47 patients.

En considérant chaque branche artérielle pulmonaire stentée comme une entité
unique, soit 69 branches pulmonaires au total, 37,7% avait fait I'objet d’'une
anatomose systémico-pulmonaire de Blalock préalable, 42% d’une plastie
chirurgicale préalable avec une moyenne (range) de 0,7 (1-3) plasties par branche
pulmonaire, 59,4% d’une dilatation au ballon seul préalable avec une moyenne
(range) de 0,8 (1-4) dilatation par branche pulmonaire et enfin 18,8% (soit 13
branches pulmonaires) d’un stenting préalable avec en moyenne 1 stent implanté par

branche pulmonaire.

49 stents (71%) ont été implantés dans la branche pulmonaire gauche.

Les stents les plus représentés sont les stents Genesis dans 50% des cas, EV3 dans
29% des cas, Valeo dans 11,3% cas, la répartition des autres stents est représentée
dans le tableau 2. A noter 'absence de la marque de stent dans 7 procédures (qui

sont alors éliminées pour I'analyse de cette variable).



Le taux de complications graves per-procédures était de 7,2% (embolisation du stent
dans 5 cas, qui ont été impactés dans un autre vaisseau ou en distalité, sans
nécessité de prise en charge chirurgicale, et un autre stent a été positionné en bonne
position). A moyen terme, des complications du stenting sont survenus dans 5,7%
des cas avec 4,3% de fractures de stent (3 stents), et 1,4% d’endocardite infectieuse

(1 stent).

Les résultats hémodynamiques apres stenting répondent par ailleurs aux criteres
standards de succes, avec notamment une réduction du ratio pression ventriculaire
droite / pression aortique systolique de plus de 20%. Dans cette série, nous avons
une réduction significative de ce ratio de 25,5% (p < 0,001). On note également une
réduction significative du gradient sur les branches artérielles pulmonaires apres
stenting avec une baisse du gradient pic a pic hémodynamigue au niveau de la
branche gauche a 18,68 mmHg en moyenne (range : 3,67-33,69) soit une baisse de
de 54,9% (p < 0,001) sur la branche gauche et une réduction a 18,21 mmHg (range :

4,58-31,84) soit une baisse de 46,6% (p < 0,001) sur la branche droite.

Criteres de succes sur des valeurs hémodynamiques invasives :

Mesures réalisée Moment par rapport au stenting Valeur p value
Ratio PVD/PAo Avant 68,4% + 25,95
Aprés 50,98% + 17,45 p <0,001
Taux de réduction -25,5%
Gradient sur APG Avant 34,02 mmHg + 21,43
Aprés 18,68 mmHg + 15,01 p <0,001
Taux de réduction -54,9%
Gradient sur APD Avant 39,05 mmHg + 23,98
Aprés 18,21 mmHg + 13,63 p <0,001
Taux de réduction -46,6%

Tableau 2 : caractéristiques hémodynamiques invasives avant et apres stenting des
branches artérielles pulmonaires ; (PVD/PAo : pression ventriculaire droite/pression
aortique systolique, APG/D : artéere pulmonaire gauche/droite).



3/ Critéres de jugement :

3.1/ Critéres de jugement primaires :

3.1.1/ Délai moyen de réintervention :

Le délai moyen (range) de réintervention dans notre population globale de patients
est de 4,08 ans (0,17-17,52) apres la réalisation de la procédure de stenting initiale

pour une durée de suivi moyen (écart-type) de 9,9 années (2,1-17,7).

Un total de 42 réinterventions ont été recensées sur les 69 stents implantés (26,2%
de réintervention par dilatation au ballon seul, 31% par stenting et 42,8% par

chirurgie), sur toute la durée du suivi des patients.

Sur les 42 réinterventions nécessaires, 29 ont été réalisées de facon précoce (20,7%
de ces réinterventions précoces ont été réalisées par dilatation au ballon seul, 34,5%

par stenting et 44,8% par chirurgie).

3.1.2/ Critéres pronostics de réintervention :

3.1.2.1/ Criteres pronostics de réintervention précoce (dans les 3 ans) dans la
population globale :

En analyse bivariée, aucune variable (qualitative ou quantitative) étudiée n’est
associée a une réintervention précoce dans notre population globale. On note
cependant que tous les stents implantés chez des patients de moins de 2 ans ou

moins de 10 kg ont nécessité une réintervention précoce.

Réintervention précoce
Non Oui p-value

Variable

Sexe du patient
Homme 8 (61.5%) 14 (48.3%)
Femme 5 (38.5%) 15 (51.7%)
Total 13 (31%) 29 (69%)

p 0.4263




Age regroupé (en années)

Moins de 6 mois 0 (0%) 2 (6.9%)
Entre 6 mois et 2 ans 0 (0%) 2 (6.9%)
Entre 2 ans et 12 ans 7 (53.8%) 17 (58.6%) p0.5452
Plus de 12 ans 6 (46.2%) 8 (27.6%)
Total 13 (31%) 29 (69%)
Poids regroupé (en kg)
Inférieur ou égal a 6 kg 0 (0%) 3 (10.3%)
Entre 6 et 10 kg 0 (0%) 1 (3.4%)
p 0.4443
Entre 10 et 35 kg 6 (46.2%) 16 (55.2%)
Plus de 35 kg 7 (53.8%) 9 (31%)
Total 13 (31%) 29 (69%)
Surface corporelle (en m?) 1.1 (0.4) 1(0.5) p 0.6590
Branche pulmonaire incriminée
Gauche 9(69.2%) 21 (72.4%)
. p 1.0000
Droite 4 (30.8%) 8 (27.6%)
Total 13 (31%) 29 (69%)
Cardiopathie principale
Fallot régulier 3 (23.1%) 7 (24.1%)
Fallot irrégulier 5 (38.5%) 7 (24.1%)
Atrésie pulmonaire a septum ouvert 2 (15.4%) 6 (20.7%)
Sténose isolée de branche pulmonaire 0 (0%) 1 (3.4%)
Atrésie pulmonaire a secteur intact 0 (0%) 2 (6.9%) p 0.7636
Transposition des vaisseaux + CIV 0 (0%) 3 (10.3%)
Tronc artériel commun 2 (15.4%) 1 (3.4%)
Communication interventriculaire 1(7.7%) 1 (3.4%)
Transposition des gros vaisseaux 0 (0%) 1 (3.4%)
Total 13 (31%) 29 (69%)
Association syndromique
aséggjénesyndrome ni malformation 11 (84.6%) 23 (79.3%)
Di-George 1(7.7%) 2 (6.9%)
Alagille 1(7.7%) 2 (6.9%) p 1.0000
Cardiopathie au premier degré 0 (0%) 0 (0%)
Fente labio palatine 0 (0%) 2 (6.9%)
Total 13 (31%) 29 (69%)
Symptémes
Aucun 11 (84.6%) 16 (55.2%)
Dyspnée . 1(7.7%) 10 (34.5%) 0 0.1759
Douleur thoracique 1(7.7%) 1 (3.4%)
Désaturation / cyanose 0 (0%) 2 (6.9%)
Total 13 (31%) 29 (69%)




Anastomose systémico-pulmonaire
préalable sur la branche incriminée

Non 6 (46.2%) 21 (72.4%) p 0.1635
Oui 7 (53.8%) 8 (27.6%)
Total 13 (31%) 29 (69%)
Plastie préalable sur branche incriminée
Non 8 (61.5%) 18 (62.1%)
. p 1.0000
Oui 5 (38.5%) 11 (37.9%)
Total 13 (31%) 29 (69%)
Nombre de plasties 0.7 (0.9) 0.5 (0.7) p 0.6260
Délai en:[re la derniére plastie et stenting 5.6 (4) 4.6 (4.4) p 0.5833
(en années)
Dilatation préalable au ballon seul
préalable sur la branche incriminée
Non 2 (15.4%) 11 (37.9%) p 0.2784
Oui 11 (84.6%) 18 (62.1%)
Total 13 (31%) 29 (69%)
qubre de dilatati_ons au ballon 1.2 (0.8) 1(1) p 0.2994
préalable au stenting
Délai en:[re derniére dilatation et stenting 2.5 (2.1) 22(2) p 0.5896
(en années)
Stenting préalable sur la branche
incriminée
Non 12 (92.3%) 23 (79.3%) p 0.4049
Oui 1(7.7%) 6 (20.7%)
Total 13 (31%) 29 (69%)
Type de stent implanté
Palmaz Genesis 9 (90%) 16 (59.3%)
Valeo 0 (0%) 2 (7.4%)
CP stent 0 (0%) 1 (3.7%)
EV3 0 (0%) 5 (18.5%) 0 0.4813
Rebel 0 (0%) 1 (3.7%)
Saxx 0 (0%) 1 (3.7%)
Liberté 0 (0%) 1 (3.7%)
Wallstent 1 (10%) 0 (0%)
Total 10 (27%) 27 (73%)

Tableau 3 : analyse bivariée des critéres pronostics de réintervention précoce dans

la population globale ; (IC : intervalle de confiance, CIV : communication

interventriculaire).




3.1.2.3/ Critéres pronostics de réintervention dans la population globale :

En analyse bivariée, 5 variables sont associées avec une réintervention quel que soit

le délai apres la procédure initiale de stenting, dans notre population globale.

Tout d’abord le poids lors de la procédure de stenting, trié par intervalles, un plus
petit poids est associé a un taux plus important de réintervention avec 22 (52.4%)
patients dans la tranche des 10-35 kg vs. 16 (38,1%) chez les patients de plus de 35
kg ; p 0,0290) et inversement. On retrouve ensuite une surface corporelle moins
importante lors de la procédure de stenting chez les patients ayant nécessité une
réintervention (1,0 [0,5-1,5] m2 vs. 1,4 [1,0-1,8] m2; p 0,0019). On constate
également un surcroit de dilatation préalable au ballon seul chez les patients
nécessitant une réintervention (29 (69%) patients vs. 13 (31%) ; p 0,0422), de méme
gu’'un nombre de dilatation préalable plus important chez ces mémes patients ayant
nécessité une reintervention (1 [0,1-1,9] dilatation vs. 0,5 [0-1,1] ; p 0,0149). Enfin
selon le type de stent utilisé, avec un taux de réintervention moins important en cas
d’utilisation de stent Valeo de Bard (2 (5.4%) patients vs. 5 (20%) ; p 0,0010) ou EV3
de Medtronic (5 (13.5%) patients vs. 13 (52%) ; p 0,0010), mais en revanche un taux

de réintervention plus élevé avec les stent Genesis Palmaz de Cordis (25 (67.6%)

patients vs. 6 (24%) ; 0,0010).

Réintervention
[\[o]g] Oui p-value

Variable étudiée

Sexe
Homme 19 (70.4%) 22 (52.4%)
Femme 8 (29.6%) 20 (47.6%) p 0.1375
Total 27 (39.1%) 42 (60.9%)

Age regroupé (en années)
Moins de 6 mois 0 (0%) 2 (4.8%)
Entre 6 mois et 2 ans 0 (0%) 2 (4.8%) p 0.0620
Entre 2 ans et 12 ans 10 (37%) 24 (57.1%)




Plus de 12 ans
Total

17 (63%)
27 (39.1%)

14 (33.3%)
42 (60.9%)

Poids regroupé (en kg)

Inférieur ou égal a 6 kg 0 (0%) 3 (7.1%)
Entre 6 et 10 kg 0 (0%) 1(2.4%)
p 0.0290
Entre 10 et 35 kg 8 (29.6%) 22 (52.4%)
Plus de 35 kg 19 (70.4%) 16 (38.1%)
Total 27 (39.1%) 42 (60.9%)
Surface corporelle (en m?) 1.4 (0.4) 1(0.5) p 0.0019
Branche pulmonaire incriminée
Gauche 19 (70.4%) 30 (71.4%)
. p 0.9247
Droite 8 (29.6%) 12 (28.6%)
Total 27 (39.1%) 42 (60.9%)
Cardiopathie principale
Fallot régulier 7 (25.9%) 10 (23.8%)
Fallot irrégulier 7 (25.9%) 12 (28.6%)
Atrésie pulmonaire a septum ouvert 6 (22.2%) 8 (19%)
Sténose isolée de branche pulmonaire 0 (0%) 1(2.4%)
Atrésie pulmonaire a secteur intact 0 (0%) 2 (4.8%)
Transposition des vaisseaux + CIV 0 (0%) 3 (7.1%) p 0.2879
Tronc artériel commun 1(3.7%) 3 (7.1%)
Communication interventriculaire 1(3.7%) 2 (4.8%)
Fenétre aorto-pulmonaire 2 (7.4%) 0 (0%)
Transposition des gros vaisseaux 0 (0%) 1(2.4%)
Ventricule droit & double issue 3 (11.1%) 0 (0%)
Total 27 (39.1%) 42 (60.9%)
Association syndromique
asit;g?énesyndrome ni malformation 22 (81.5%) 34 (81%)
Di-George 2 (7.4%) 3 (7.1%)
Alagille 0 (0%) 3 (7.1%) p 0.5462
Cardiopathie au premier degré 1(3.7%) 0 (0%)
Fente labio palatine 2 (7.4%) 2 (4.8%)
Total 27 (39.1%) 42 (60.9%)
Symptdmes
Aucun 20 (74.1%) 27 (64.3%)
Dyspnee ' 7 (25.9%) 11 (26.2%) 0 0.6047
Douleur thoracique 0 (0%) 2 (4.8%)
Désaturation / cyanose 0 (0%) 2 (4.8%)
Total 27 (39.1%) 42 (60.9%)
Anastomose systémico-pulmonaire
préalable sur la branche incriminée p 0.6741

Non

16 (59.3%)

27 (64.3%)




Oui
Total

11 (40.7%)
27 (39.1%)

15 (35.7%)
42 (60.9%)

Plastie préalable sur branche incriminée
Non

14 (51.9%)

26 (61.9%)

oui 13 (48.1%) 16 (38.1%) p 0.4090

Total 27 (39.1%) 42 (60.9%)

Nombre de plasties 0.9(1.1) 0.5 (0.8) p 0.1730
Délai en:[re derniére plastie et stenting 5.5 (6.2) 4.9 (4.2) p 0.9650
(en années)

Dilatation préalable au ballon seul

préalable sur la branche incriminée ?

Non 15 (55.6%) 13 (31%) p 0.0422

Oui 12 (44.4%) 29 (69%)

Total 27 (39.1%) 42 (60.9%)
e s heatons aubalon 0509 109 oo
Délai en:[re derniére dilatation et stenting 4 (4) 23(2) 0 0.1086
(en années)

Stenting préalable sur la branche
incriminée

Non 22 (81.5%) 34 (83.3%) p 1.0000

Oui 5 (18.5%) 8 (16.7%)

Total 27 (39.1%) 42 (60.9%)

Délai entre derpier stent et stenting 20.7 (42.4) 7.4(7) D 0.9490
actuel (en années)
Type de stent implanté

Palmaz Genesis 6 (24%) 25 (67.6%)

Valeo 5 (20%) 2 (5.4%)

CP stent 1 (4%) 1 (2.7%)

EV3 13 (52%) 5 (13.5%)

p 0.0010

Rebel 0 (0%) 1(2.7%)

Saxx 0 (0%) 1 (2.7%)

Liberté 0 (0%) 1 (2.7%)

Wallstent 0 (0%) 1 (2.7%)

Total 25 (40.3%) 37 (59.7%)

Tableau 4 : analyse bivariée des critéres pronostics de réintervention toute durée

dans la population globale ; (IC : intervalle de confiance, OR : odd ratio, CIV :
communication interventriculaire).

En analyse multivariée, aucun facteur pronostic de réintervention n’est mis en

évidence. Le stent Palmaz Genesis de Cordis est choisi comme référence ; le stent




Valeo de Bard est associé a un taux de réintervention moins important avec un OR a

0,098 [IC 95% ; 0,010-0,720] (p 0,030).

Intervalle de confiance a 95%
Odd ratio (OR) Inférieur Supérieur | p value

Poids 1,035 0,861 1,248 0,712
Surface corporelle 1,028 0 2,104 0,615
Dilatation préalable au ballon
seul sur Iapbranche incriminée 1,219 0,266 5,252 0,791
B'%ggﬁedseaﬂ'ggﬂ?” 0,419 0,158 0,98 0,056
Type de stent implanté

Palmaz Genesis 1

Valeo 0,098 0,010 0,720 0,030

CP stent 0,437 0,010 18,947 0,643

EV3 0,225 0,030 1,427 0,122

Tableau 5 : analyse en régression logistique multivariée des variables pronostiques
étudiées dans notre population globale, toute durée.

3.2/ Critéres de jugement secondaires :

3.2.1/ Croissance des branches artérielles pulmonaires stentées :

Le délai moyen de réalisation de I'angio-scanner cardiaque aprés la procédure de

stenting des branches artérielles pulmonaires était de 2,13 (0,59-3,67) ans.

Par ailleurs, la comparaison des surfaces avant et apres stenting a été réalisée sur la
base de 30 angioscanners dédiés a I'exploration de I'arbre artériel pulmonaire,

réalisés avant et apres I'implantation du stent (soit un total de 60 angioscanners).

La surface de la branche artérielle pulmonaire stentée augmente de fagon
significative, qu’elle soit mesurée point par point passant de 100,73 mm2/m2 + 104,30
a 129,1 mm?/m2 + 121,34 (p 0,013) ou estimée par I'index de Nakata avec une

surface passant 105,48 mm2/m? + 107,84 a 135,97 mm?/m2 + 118,13 (p 0,003).



En revanche, la surface de la branche artérielle pulmonaire n’ayant pas subi de
stenting, ainsi que la surface globale (addition de la surface de section de la branche
gauche et de la branche droite) ne connait pas d’augmentation significative, que ce

soit en mesure point par point ou via I'index de Nakata.

Ces résultats sont également résumés sous forme de box-plots (figures 2 et 3).

Croissance des branches pulmonaires avant/apres stenting

Avant stenting Apres stenting p value
Surface mesurée AP stentée
(en mmz/m?2) 100,73 £ 104,30 129,1+121,34 0,013
Surface mesurée AP non stentée
(en mmz/m?2) 185,3 + 165,67 210,63 + 184,21 0,051
Surface globale mesurée (APD + APG)
(en mmz/m?2) 241,30 + 132,26 264,23 + 154,61 0,129
Surface Nakata AP stentée
(en mmz/m?2) 105,48 £ 107,84 135,97 +£ 118,13 0,003
Surface Nakata AP non stentée
(en mmz/m?2) 208,44 + 188,48 239,50 + 208,46 0,062
Surface globale Nakata (APD + APG)
(en mmz/m2) 268,11 + 155,01 293,35+ 173,15 0,113

Tableau 6 : évaluation de la croissance avant et apres procédure des branches
pulmonaires et globale selon que les branches pulmonaires aient été stentées ou
non ; (AP : branche pulmonaire, APD/APG : branche pulmonaire droite/gauche).
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Figure 2 : box plot des surfaces mesurées avant et apres stenting : a gauche
évolution des surfaces sur la branche stentée, au milieu évolution des surfaces sur la
branche non stentée, a droite évolution de la surface globale (surface branche
stentée + non stentée). L'ordonnée est le reflet de la surface en mmz/mz ; (AP :
branche pulmonaire).
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Figure 2 suite : box plot zoomés des surfaces mesurées avant et aprés stenting : a
gauche évolution des surfaces sur la branche stentée, au milieu évolution des
surfaces sur la branche non stentée, a droite évolution de la surface globale (surface
branche stentée + non stentée). L’'ordonnée est le reflet de la surface en mmz2/m2 ;
(AP : branche pulmonaire).
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Figure 3 : box plot des surfaces estimées par I'index de Nakata avant et aprés
stenting : a gauche évolution des surfaces sur la branche stentée, au milieu évolution
des surfaces sur la branche non stentée, a droite évolution du Nakata global (surface

branche stentée + non stentée). L’'ordonnée est le reflet de la surface en mmz2/m2 ;
(AP : branche pulmonaire).
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Figure 3 suite : box plot zommé des surfaces estimées par I'index de Nakata avant et
apres stenting : & gauche évolution des surfaces sur la branche stentée, au milieu
évolution des surfaces sur la branche non stentée, a droite évolution du Nakata
global (surface branche stentée + non stentée). L'ordonnée est le reflet de la surface
en mm2/m2 ; (AP : branche pulmonaire).

3.2.2/ Comparaison de la surface des branches artérielles pulmonaires obtenue par
l'index de Nakata et par la mesure point par point en section orthogonale :

La comparaison entre surface mesurée point par point et calculée par I'index de
Nakata a été réalisée sur la base de 60 angioscanners spécialement dédiés a

I'exploration de I'arbre artériel pulmonaire.

La comparaison de la mesure de la surface de la branche pulmonaire droite ainsi
gue celle de la surface globale (addition de la surface de section de la branche
gauche et de la branche droite) point par point par rapport a ces mémes surfaces par

l'index de Nakata présente une différence significative.

Il existe, sur la branche artérielle pulmonaire droite, une différence de 42,71 mmz3/m?

(p < 0,001) entre la mesure point par point et 'index de Nakata, de méme que pour la



surface globale avec une différence de 34,92 mmz2/m2 (p < 0,001). On note dans les

deux cas une tendance a la surestimation de la surface par I'index de Nakata.

Il 'y a pas de différence significative entre les deux méthodes de mesure sur la

branche artérielle pulmonaire gauche.

Comparaison des deux méthodes de mesure de surface des branches pulmonaires

Coté branche pulmonaire Méthode de mesure Surface (en mm#m?)  p value
Droit Surface mesurée point par point 218,42 + 182,44
Surface calculée par Nakata 261,13 + 222,84 p <0,001
Différence des deux méthodes -42,71
Gauche Surface mesurée point par point 131,53 + 129,15
Surface calculée par Nakata 132,36 + 118,01 p:0,784
Différence des deux méthodes -0,83
Globale (droit + gauche) Surface mesurée point par point 271,67 + 149,20
Surface calculée par Nakata 306,59 + 172,76 p <0,001
Différence des deux méthodes -34,92

Tableau 7 : tableau de comparaison des surfaces des branches pulmonaires et
globale selon qu’elles soient obtenues par I'index de Nakata ou mesure point par
point.
Il existe une relation linéaire entre la surface mesurée des branches pulmonaires
(droite et gauche) ou globale (droite + gauche) et la surface estimées des branches
pulmonaires ou globale par I'index de Nakata. Le coefficient de corrélation r2 est a,
respectivement, 0,981 (p < 0,001), 0,978 (p < 0,001) et 0,974 (p < 0,001) pour les

branches pulmonaires droite, gauche et la surface globale.

Le diagramme de Bland et Altman donne une représentation graphique des surfaces
mesurées versus estimées par I'index de Nakata. L'ordonnée représente la
différence entre les valeurs de la méthode de mesure de surface point par point et la
méthode d’estimation de surface par I'index de Nakata. En abscisse figure la
moyenne de ces deux valeurs. Ce diagramme représente de facon schématique les
différences moyennes de surface entre les deux méthodes apparaissant dans le

tableau précédent.
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Figure 4 : Courbes de Bland et Altman. A gauche : la droite de corrélation entre, en
abscisse la surface mesurée point par point de I’'APD (gauche haut), APG (gauche
milieu), globale (gauche bas), et en ordonnée la surface estimée de 'APD, APG,
globale par I'index de Nakata. Les courbes a gauche sont annotées avec le
coefficient de corrélation (r?) avec la p-value. A droite la représentation de la
dispersion des mesures selon les deux méthodes autour de leurs différences de
moyennes avec en abscisse la moyenne de la valeur des mesures et en ordonnée la
moyenne de leurs différences ; (APG/APD : artere pulmonaire gauche/droite).



Discussion

La prise en charge de la sténose des branches pulmonaire reste controversée.
Plusieurs stratégies thérapeutiques sont proposées pour maintenir la croissance des

vaisseaux pulmonaires et des poumons.

Dans cette étude, la surface de la branche artérielle pulmonaire apres stenting
augmente de fagon significative, qu’elle soit mesurée point par point ou par
l'intermédiaire de I'index de Nakata, ce qui n’est pas le cas de la surface de la
branche artérielle pulmonaire n’ayant pas subi de stenting, ainsi que la surface

globale.

En revanche, la réintervention est fréquente, avec un délai de réintervention moyen
dans notre population globale de patients a 4,08 ans. Nos résultats ne montrent
aucun facteur prédictif de réintervention précoce (dans les 3 ans) apres stenting de
branche artérielle pulmonaire, mais on note cependant que tous les stents implantés
chez des patients de moins de 2 ans ou moins de 10 kg ont nécessité une
réintervention précoce. Par ailleurs, le stent Valeo™ est associé a un taux de
réintervention moins important dans notre population globale, quel que soit le délai

aprés la procédure initiale de stenting.

Enfin, une différence significative a été retrouvée entre la mesure point par point de
la surface de la branche pulmonaire droite ainsi que celle de la surface globale par

rapport a celle calculée par I'index de Nakata.



1/ Croissance des branches pulmonaires apres stenting :

Ce travail montre que le stenting des branches pulmonaires est efficace pour
améliorer la croissance de la branche artérielle pulmonaire stentée pour rejoindre la

croissance normale de celles-ci.

Il existe peu de données dans la littérature concernant la croissance des branches
pulmonaires post stenting, avec des résultats discordants. En 2013, Takao et al.
montrent dans une population de 18 patients avec une cardiopathie univentriculaire
(age et poids moyens de 3,5 ans et 13,8 kg, suivi moyen de 2,1 ans) et 21 patients
avec une cardiopathie congénitales a deux ventricules (age et poids moyens de 4,8
ans et 16,4 kg, suivi moyen de 2,8 ans), une croissance des branches lobaires aprés
stenting comparable a la croissance des branches lobaires pulmonaires du c6té non
stenté. Cette croissance est cependant permise au prix d’un taux important de
réinterventions par dilatation du stent, 66% des patients dans cette série (62). En
2017, ML.Bates et al. montrent sur un modéle animal de cochonnet que le stenting
sur une branche pulmonaire stenosée n’altére pas sa croissance, avec une
croissance équivalente avec le c6té controlatéral. lls retrouvent également une
prolifération fibro-intimale diffuse a la distalité des branches pulmonaire stentée et
non stentée (61). Ce travail est donc en accord avec la littérature actuelle, qui montre

une croissance de la distalité de I'arbre artériel pulmonaire aprés stenting.

A contrario, M.Zussman et al. ont présenté en 2014 une série de procédures par
dilatation au ballon ou stenting de sténoses de branches pulmonaires dans une
population de 9 patients atteints d’'un syndrome d’Alagille ; 'angioplastie seule
permet de conserver une croissance continue de la branche pulmonaire, a l'inverse
du stenting (67). En effet, 'implantation d’un stent semble délétére pour la croissance

de la branche pulmonaire incriminée dans cette population et est un facteur pronostic



de réintervention sur la branche pulmonaire stentée, sous réserve qu’il s’agit d’'une

population spécifique avec une maladie des branches pulmonaires séveres.

L’hypothése physiopathologique avancée pour expliquer cette altération est la
croissance accrue de I'arbre vasculaire pulmonaire au cours des 18 premiers mois
de vie (62). Cependant, a partir de I'étude de SB.Greenberg et al. et des courbes de
croissance CRESS/INSERM 2018, un modele de croissance des branches
pulmonaires a été construit selon I'age et le sexe du patient de 0 a 18 ans. Il existe
une relation presque linéaire entre I'age et la surface de la branche pulmonaire (en
mmz2/m2). Par exemple, pour un garcon, la surface prédite par notre modele sera

équivalente a 53 + 12,1 x 4ge de l'enfant.

Ce modeéle semble donc réfuter I'lhypothése de I'altération de la croissance rapide
des branches pulmonaires au cours des deux premiéres années de vie aprés un
stenting pour privilégier 'hypothése d’'une altération de I'architecture vasculaire
pulmonaire immature (par prolifération fibrointimale) en regard du stent mais aussi a
distance de celui-ci, comme le suggére le travail de ML.Bates et al (61). Cette

hypothése nécessiterait d’autres investigations sur des modéles animaux.
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Figure 5 : modéle prédictif de croissance des branches pulmonaires chez le garcon,
de 0 a 18 ans. (APD/APG : branches pulmonaires droite/gauche)

Par ailleurs, dans cette étude, la croissance moyenne -significative- de la branche
pulmonaire stentée est de 28,3 mm2/m2 (+28,1%) en surface mesurée et de 30,5
mm?/m? (+28,9%) en surface estimée par I'index de Nakata aprés un intervalle
moyen de 2,13 (0,59-3,67) ans. En ce qui concerne la croissance de la branche
pulmonaire non stentée, la croissance moyenne -non significative- est de 25,3

mm?/m? en surface mesurée et 31 mm?/m? en surface estimée par 'index de Nakata.

Si nous utilisons ce modéle pour prédire 'augmentation de surface suite au stenting
de la branche pulmonaire apres 2,13 ans (délai moyen de réalisation du scanner de
contrble aprés stenting) la croissance prédite sera de 25,7 mm2/mz. Cette valeur
prédite correspond donc au gain de surface réel obtenu aprés stenting dans notre

série.



Le taux de croissance annuel des branches pulmonaires apres stenting semble donc

rejoindre celui de la croissance artérielle pulmonaire normale.

2/ Délai de réintervention :

Cette bonne croissance des artéres pulmonaires qui a été décrite se fait cependant

au prix d’un taux de réintervention assez important.

Le délai moyen de réintervention (dilatation au ballon, nouveau stenting ou chirurgie)

4,08 ans pour une durée de suivi moyen de 9,9 années.

Dans la littérature, le délai moyen de réintervention est tres variable et hétérogene
dans les cardiopathies congénitales réparées, a deux ventricules. Par ailleurs, peu
de littérature propose une durée moyenne de suivi a plus de 2 ans. Ces résultats

sont résumés dans le tableau 8.

Toutes ces séries présentent des populations de sténoses de branches pulmonaires
d’ages et de poids trés hétérogénes, associées a des groupes inhomogenes de

cardiopathies congénitales ou secondaires a des Iésions post-opératoires.

Les délais de réintervention sont tres hétérogenes selon les études, y compris pour
des ages et des poids proches, probablement en raison de I'hétérogénéité des
caractéristiques de la population, notamment les antécédents chirurgicaux, la
cardiopathie principale. Ces études sont également trés étalées dans le temps, ici la
plus ancienne que nous avons choisi de répertorier est de 2001 ; les techniques de
stenting ainsi que les technologies de stents ayant évoluées, ceci peut également

participer a expliquer les délais de réintervention hétérogéenes.



La synthese de ces différentes séries permet cependant de retrouver une tendance a
des réinterventions plus précoces chez les patients plus jeunes ou avec un poids

moindre.

Notre résultat en terme de délai moyen de réintervention reste cependant cohérent
voire meilleur que les délais de réintervention présentés dans les séries précédentes
pour un age et un poids moyen de 12,4 ans (3,7-21,7) et 38 kg (16-60), avec un délai

moyen de suivi, nettement supérieur aux autres séries, de 9,9 années (2,1-17,7).

2019 (68)

Nombre | Nombre Poids moyen

patients stents Age moyen (range) (range) Réintervention

3,7 ans (0,3-18,1) 14,2 kg (5,6-70) 19 patients dans un délai maximal de 4,9 ans

2014 (23)

2011 (70)

2011 (69)

2018 (75)

5,6 ans (0,6-10,6) 20,1 kg (10,6-35,6) 1 patient a 150 jours (suivi maximal de 3 ans)
19 9,1 ans (4,0-15,0) 31,7 kg (17-60,5) 1 patient a 2 ans (suivi maximal de 6 ans)
197 9,9 ans (0,5-39,8) 36 kg (5,3-102) 97 patients dans un délai moyen de 2,0 ans
38 8,3 ans (0,4-20,6) 23 kg (4.9-74) 12 patients a en moyenne 1,5 ans
199 11 ans (0-56) NA 84% a 6 ans
27 10 mois (0,6-24) 8,1 kg (3,4-14,5) 22 patients dans un délai moyen de 13 mois

26 9,5 ans (0-21,5) 27 kg (8-46) 50% des patients a un délai moyen de 2,1ans

2 réinterventions a 2,3 ans (suivi maximal de

12 23 32,5 ans (18,7-56,7) 71,3 kg (44,5-95) 8 ans)

Délai médian de 4,7 ans, avec 50% des
67 96 1,8 ans (0-23,4) NA patients a 7,6 ans

50% des patients dans un délai de 1 an et
60 82 7,5 mois (2,8-14,2) 6.3 kg (4.6-9.8) 86% a5 ans

Tableau 8 : résumé des principales études sur le suivi a long terme apres stenting
des branches pulmonaires.




Actuellement, chez les patients de moins de 2 ans, le traitement de premiere
intention est probablement I'angioplastie au ballon seul avec éventuellement des
ballons hautes pressions ou de cutting balloons. En cas de persistance de sténose
sévere, le stenting reste une alternative raisonnable pour préserver la croissance des

branches pulmonaires.

3/ Facteurs prédictifs de réintervention :

Cette série, aucune des variables étudiées n’est prédictive d’'une réintervention
précoce, mais de facon non significative, tous les stents implantés chez des patients
de moins de 2 ans ou moins de 10 kg ont nécessité une réintervention précoce. Le
stent Valeo™ de Bard ® est associé a un taux de réintervention moins important
dans notre population globale, quel que soit le délai aprés la procédure initiale de
stenting. Les procédures de stenting dans notre série répondaient aux critéres

hémodynamiques standards de succes (57).

Peu d’études décrivent les facteurs de risque de réintervention suite a une procédure
percutanée classique. En 2013, A.Hallbergson et al. rapportent sur une population de
124 patients, un taux de resténose intra-stent plus important avec la nécessité d’'une
réintervention plus précoce chez les patients porteurs d’'une tétralogie de Fallot, la
présence de collatérales aorto-pulmonaires et la présence d’'une anomalie génétique

(Williams-Beuren et/ou Alagille) (76).

D’autres séries retrouvent des facteurs de risque de réintervention, suite a des
procédures hydrides. Par exemple, la série de MJ.Angtuaco et al. qui retrouvent
comme facteurs de risque significatifs de réintervention sur les stents, quel que soit
le délai apres l'implantation, un age lors de la procédure initiale inférieur a 2 ans, et

le type de cardiopathie, comme la tétralogie de Fallot et le tronc artériel commun



dans une population de 96 stents implantés chez 69 patients (67). La série de
JD.Zampi et al. publiée en 2017, sur 81 stents implantés chez 68 patients, retrouve
comme facteurs de risque de réintervention un age lors de la procédure de moins de
18 mois, surface corporelle inférieure a 0,47m2, les patients avec une tétralogie de

Fallot associée a la présence de collatérales aorto-pulmonaires (77).

Les résultats de notre série sont en accords avec les données de la littérature
actuelle. En effet, tous nos patients de moins de 2 ans qui ont bénéficié d’'un stenting
de branche pulmonaire ont également nécessité une réintervention précoce. De
méme, comme la littérature le suggere, nous retrouvions en analyse bivariée une
surface corporelle plus faible chez les patients nécessitant une réintervention

précoce.

En revanche, la tétralogie de Fallot, le tronc artériel commun n’étaient pas retrouvés
comme facteurs prédictifs de réintervention. Ceci est probablement expliqué par un
manque de puissance lié un faible nombre total de patients (malgré une proportion
de tétralogie de Fallot d’environ 50%) et faible nombre de patients atteints de tronc

artériel commun.

Dans cette série, le stent Valeo™ de Bard® est associé a un taux de réintervention
moins important dans notre population globale, quel que soit le délai aprés la
procédure initiale de stenting. Ce stent présente I'avantage d’avoir une structure a
mailles ouvertes qui permet une post-dilatation jusque 20mm, ce qui corresponde au
diamétre d’une artére pulmonaire de taille adulte. Pour cette raison, son utilisation est

préférée chez les petits enfants.



Ballon expandable (BE)

Préemonteé Couvert e el TRl (5 Mailles Diametres | Date production
Valeo™ oui non BE ouvertes 6-20mm 2012
Palmaz™ oui non BE fermées 3-10mm 1985
EV3™ oui non SE hydride 6-14mm 2007
cp™ non non BE fermées 12-24mm 2001

Tableau 9 : tableau comparatif des différents stents apparaissant dans I'analyse

multivariée.

Dans la littérature, seules 5 travaux ont été réalisés sur le stent Valeo™ de Bard ®

dans le cadre de sténoses de branches artérielles pulmonaires (78, 79, 80, 81, 82).

Ces séries retrouvent un excellent résultat immédiat aprés implantation et permettent

une redilatation ultérieure du stent avec un bon profil de sécurité, y compris chez des

enfants trés jeunes avec un poids relativement bas. Contrairement a notre travail,

aucune de ces séries ne compare le stent Valeo™ aux autres stents. Par ailleurs, le

résultat retrouvé dans travail, a savoir un taux de réintervention moins important avec

le stent Valeo™, doit étre interprété avec prudence, en raison d’un recul moins

important avec ce stent qu’avec les autres, plus anciens.

4/ Efficience de I'index de Nakata, comparaison avec la surface mesurée :

Ce travail a permis de mettre en évidence une différence significative entre la surface

mesurée point par point et la surface estimée par I'index de Nakata, au niveau de la

branche pulmonaire droite et la surface globale (surface de la branche gauche +

droite).

Aucune donnée de la littérature ne compare la surface de la tranche de section des

branches artérielles pulmonaires obtenue par ces deux méthodes.




La littérature fait en revanche état d’'une anatomie variable de I'arbre vasculaire
pulmonaire (notamment la forme de la tranche de section des deux branches

pulmonaires) entre les individus mais aussi selon le moment du cycle cardiaque (83).

Dans ce travail, lors de la réalisation des mesures, la tranche de section de la
branche pulmonaire droite est plus souvent ovalaire que ronde (ceci n’était pas le cas
pour la branche pulmonaire gauche), ceci causant une surestimation de la surface de

la branche pulmonaire lors de l'utilisation de I'index de Nakata (cf. image 5).

Cela pourrait étre expliqué en partie par les relations anatomiques qu’entretient la
branche pulmonaire droite avec 'aorte ascendante et la veine cave supérieure, et le
médiastin postérieur (trachée et cesophage). En effet, I'artére pulmonaire droite
chemine en arriére de I'aorte ascendante et la veine cave supérieure et en avant du

médiastin postérieur.

Par ailleurs, nos scanners n’étaient pas synchronisés au rythme cardiaque, il est
ainsi probable que, compte tenu de la variabilité de la forme des branches
pulmonaires au cours du cycle cardiaque, la mesure ait été effectuée en diastole sur
une tranche de section ovalaire, alors qu’en systole cette tranche de section aurait
eue tendance a étre ronde. Ce qui rendrait la surface mesurée point par point et
estimée par I'index de Nakata équivalentes. Cependant, nous ne faisions pas de
constat pour la branche pulmonaire gauche, rendant cette hypothése moins

probable.

La mesure précise et la détermination de la surface de la tranche de section des
branches pulmonaires peut étre importante, en effet, 'index de Nakata, bien
qu’imprécis, a déja montré un impact pronostic important dans les cardiopathies

congénitales de la voie droite (40, 84).



D’autres travaux ultérieurs dédiés pourraient comparer, sur des scanners
synchronisés au rythme cardiaque, ces deux méthodes de détermination de la
surface de section des branches pulmonaires, mais aussi la forme de la tranche de

section des branches pulmonaires.

5/ Complications :

Dans notre série, le taux de complications graves per-procédures était de 7,2%
(embolisation du stent dans 5 cas, impactés dans un autre vaisseau ou en distalité,

sans nécessité de prise en charge chirurgicale).

A moyen terme, le taux de complication était de 5,7% avec 4,3% de fractures de

stent (3 stents), et 1,4% d’endocardite infectieuse (1 stent).

La littérature récente, et notamment les données du registre IMPACT rapportées en
2016 par MJ.Lewis et al, pour les procédures de stenting des branches pulmonaires,
un taux global de complications de 14%, dont 9% de complications majeures, sur un
total de 1183 procédures menées sur population allant du nouveau-né a I'adulte. Les
facteurs de risque de complications graves et non graves mis en évidence dans ce
registre sont : un poids inférieur a 4 kg au moment de la procédure, indication
urgente (geste de sauvetage) de stenting de branche pulmonaire, ainsi que les
patients avec une cardiopathie univentriculaire (57). Les données plus anciennes,
notamment celles de RJ.Holzer et al. en 2011 avec 1315 procédures rapportent des
taux de complications relativement comparables avec un taux de complication global
de 22% et d’événements indésirables graves de 10%. Dans cette série, les facteurs
de risque de complications graves sont un age lors de la procédure inférieur a un
mois, une expérience de I'opérateur de moins de 10 ans et la présence d’indices de

vulnérabilité hémodynamiques (basés sur la mesure des pressions invasives, la



Saturation veineuse centrale, et le type de cardiopathie [uni ou bi-ventriculaire]) et

'usage de cutting balloons (53).

Dans notre série, le taux de complications graves est de 7,2% pour 69 stents
implantés, ce qui est globalement comparable avec les données rapportées par

MJ.Lewis et al. ainsi que RJ.Holzer et al.

En ce qui concerne les fractures spontanées de stents, D.McElhinney et al. en 2008
rapportaient un taux a 21% de fracture sur une série de 166 stents implantés dans
des branches pulmonaires, avec une prédominance sur les stents implantés dans la
branche droite (69% des fractures de stent), principalement liée a la proximité et la
compression par l'aorte ascendante ou a un diamétre important du stent (85). Le type

de stent implanté n’a en revanche pas été analysé.

Sur les 69 stents implantés dans notre série, 3 (4,3%) ont fait 'objet d’'une fracture
spontanée, dont deux dans la branche pulmonaire gauche et 1 dans la branche
pulmonaire droite. Le taux de fracture de stent est donc moins important dans notre

série que celui rapporté dans la littérature.

Nous n’avons pas retrouvé dans la littérature d’endocardite infectieuse sur un stent

implanté dans une branche artérielle pulmonaire.

Enfin, TESC a actualisé en 2018 ses recommandations de bonne pratique sur les
centres habilités a réaliser des procédures interventionnelles complexes chez les
patients présentant une cardiopathie congénitale. L’angioplastie et stenting des
sténoses de branches pulmonaires doivent étre réalisés dans des centres de niveau
1, le niveau de I'établissement de soins étant établi sur l'infrastructure hospitaliere et
ses équipements, les compétences et spécialités des différents intervenants et le

niveau d’entrainement de I'opérateur principal (86).



Limites

Notre travail comporte plusieurs limites. Tout d’abord, notre population comporte des
groupes hétérogenes de patients de par leurs cardiopathies, leurs caractéristiques
morphomeétriques (poids, taille, surface corporelle), leurs ages, et leurs antécédents
chirurgicaux qui les rendent difficilement comparables sur le plan statistiques. Le
nombre de patient inclus est faible (notamment parmi les enfants de moins de 2 ans),
a l'origine d’'un manque de puissance statistique, mais prévisible compte tenu de la
relative rareté de réalisation de ces procédures, mais aussi d’'un biais de sélection. Il
s’agit également d’un travail rétrospectif monocentrique, a I'origine de biais de
confusion, et d’'une validité externe limitée. On note par ailleurs une absence de
données pour quelques patients, pouvant étre a I'origine de biais méthodologiques.
La derniere limite est constituée par la méthode de réalisation des scanners, qui
n’étaient pas synchronisés a la fréquence cardiaque, limitant l'interprétation des
résultats scannographiques de notre travail, la distensibilité des artéres pulmonaires

au cours du cycle cardiaque n’étant alors pas prise en compte.



Conclusion

Les résultats de cette étude montrent que le stenting des branches pulmonaires chez
les enfants atteints d’'une cardiopathie congénitale est effectif pour assurer une
bonne croissance des branches pulmonaires, méme chez les enfants agés de moins
de 2 ans. La surface de la branche artérielle pulmonaire aprés stenting augmente de
facon significative, qu’elle soit mesurée point par point ou pas I'intermédiaire de

I'index de Nakata.

Le taux de réintervention est éleve, avec un délai de réintervention moyen de 4,08

ans.

Tous les stents implantés chez des enfants de moins de moins de 2 ans ou moins de
10 kg ont tous nécessité une réintervention précoce. Par ailleurs, le stent Valeo
semble associé a un taux de réintervention moins important mais avec une durée de

suivi moins longue.

Finalement, I'index de Nakata scannographique sur-estime la surface de 'artere
pulmonaire avec une différence significative entre la mesure point par point de la
surface de la branche pulmonaire droite ainsi que celle de la surface globale par

rapport a celle calculée par I'index de Nakata.
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Annexes :

Annexe 1 : Critéres pronostics de réintervention précoce (dans les 3 ans) dans la

sous-population de Tétralogie de Fallot :

En analyse bivariée, aucune variable (qualitative ou quantitative) étudiée n’est
associée a une réintervention précoce dans notre sous-population de tétralogie de
Fallot en dehors de la prédominance de symptdomes cardiovasculaires aspécifiques
chez les patients ayant nécessité une réintervention précoce (8 (36,4%) patients vs.

14 (63,6%) ; p 0,0215).

Réintervention précoce

Variable Non Oui p value
Sexe du patient
Homme 5 (62.5%) 2 (14.3%)
p 0.0524
Femme 3 (37.5%) 12 (85.7%)
Total 8 (36.4%) 14 (63.6%)
Age regroupé (en années)
Moins de 6 mois 0 (0%) 0 (0%)
Entre 6 mois et 2 ans 0 (0%) 0 (0%)
p 0.4003
Entre 2 ans et 12 ans 4 (50%) 10 (71.4%)
Plus de 12 ans 4 (50%) 4 (28.6%)
Total 8 (36.4%) 14 (63.6%)
Poids regroupé (en kg)
Inférieur ou égal a 6 kg 0 (0%) 0 (0%)
Entre 6 et 10 kg 0 (0%) 0 (0%)
p 0.4053
Entre 10 et 35 kg 4 (50%) 10 (71.4%)
Plus de 35 kg 4 (50%) 4 (28.6%)
Total 8 (36.4%) 14 (63.6%)
Surface corporelle (en m?) 0.9 (0.4) 1.1 (0.4) p 0.5848
Branche pulmonaire incriminée
Gauche 6 (75%) 9 (64.3%)
. p 1.0000
Droite 2 (25%) 5 (35.7%)
Total 8 (36.4%) 14 (63.6%)
Cardiopathie principale
Fallot régulier 3 (37.5%) 7 (50%)
L p 0.6749
Fallot irrégulier 5 (62.5%) 7 (50%)

Total

8 (36.4%)

14 (63.6%)




Association syndromique
Aucun syndrome ni malformation

., 6 (75%) 10 (71.4%)
associée
Di George 1 (12.5%) 1(7.1%)
, p 0.8811
Alagille 1(12.5%) 1(7.1%)
Cardiopathie au premier degré 0 (0%) 0 (0%)
Fente labio palatine 0 (0%) 2 (14.3%)
Total 8 (36.4%) 14 (63.6%)
Symptémes
Aucun 8 (100%) 7 (50%)
Dyspnée 0 (0% 7 (50%
ySP . (0%) (50%) p 0.0215
Douleur thoracique 0 (0%) 0 (0%)
Désaturation / cyanose 0 (0%) 0 (0%)
Total 8 (36.4%) 14 (63.6%)
Anastomose systémico-pulmonaire
préalable sur la branche incriminée
Non 2 (25%) 8 (57.1%) p 0.2043
Oui 6 (75%) 6 (42.9%)
Total 8 (36.4%) 14 (63.6%)
Plastie préalable sur branche incriminée
Non 4 (50%) 10 (71.4%)
. p 0.3864
Oui 4 (50%) 4 (28.6%)
Total 8 (36.4%) 14 (63.6%)
Nombre de plasties 0.9 (1) 0.4 (0.6) p 0.2018
Délai en/tre derniere plastie et stenting 6.3 (4.3) 6.4 (6.3) 0 0.9889
(en années)
Dilatation préalable au ballon seul
préalable sur la branche incriminée ?
Non 2 (25%) 4 (28.6%) p 1.0000
Oui 6 (75%) 10 (71.4%)
Total 8 (36.4%) 14 (63.6%)
qubre de dllatatl_ons au ballon 0.9 (0.6) 1.1(0.8) 0 0.5577
préalable au stenting
Délai en/tre derniere dilatation et stenting 2 (1.8) 2.2 (1.7) 0 0.8358
(en années)
Stenting préalable sur la branche
incriminée
Non 7 (87.5%) 11 (78.6%) p 1.0000
Oui 1(12.5%) 3 (21.4%)
Total 8 (36.4%) 14 (63.6%)
Type de stent implanté
Pal G [ 5 (100% 9 (69.2%
almaz Genesis ( 0) ( 0) 0 0.6382
Valeo 0 (0%) 1(7.7%)
CP stent 0 (0%) 0 (0%)




EV3 0 (0%) 3 (23.1%)

Rebel 0 (0%) 0 (0%)
Saxx 0 (0%) 0 (0%)
Liberté 0 (0%) 0 (0%)
Wallstent 0 (0%) 0 (0%)
Total 5(27.8%) 13 (72.2%)

Tableau 10 : analyse bivariée des critéeres pronostics de réintervention précoce dans
la sous-population de tétralogie de Fallot.

Annexe 2 : Critéres pronostics de réintervention dans la sous-population de

Tétralogie de Fallot :

En analyse bivariée, 4 variables sont associées avec une réintervention quel que soit
le délai apres la procédure initiale de stenting, dans notre sous-population de

tétralogie de Fallot.

Tout d’abord I'age lors de la procédure de stenting, trié par intervalles, un age jeune
est associé a un taux plus important de réintervention (14 (63,6%) patients dans la
tranche d’age 2-12 ans vs. 8 (36,4%) chez les patients de plus de 12 ans ; p 0,0230)
et inversement. Ensuite le poids lors de la procédure de stenting, trié par intervalles,
un plus petit poids est associé a un taux plus important de réintervention (14 (63,6%)
patients dans la tranche des 10-35 kg vs. 8 (36,4%) chez les patients de plus de 35
kg ; p 0,008) et inversement. On retrouve ensuite une surface corporelle moins
importante lors de la procédure de stenting chez les patients ayant nécessité une
réintervention (1,0 [0,6-1,4] m2 vs. 1,6 [1,3-1,9] m2; p 0,0001). Enfin, selon le type de
stent utilisé, avec un taux de réintervention moins important en cas d’utilisation de
stent Valeo de Bard (1 (5.6%) patient vs. 3 (25%) ; p 0,0175), EV3 de Medtronic (3
(16,7%) patients vs. 5 (41,7%) ; p 0,0175), ou CP stent de Numed (0 (0%) patient vs.
1 (8,3%) ; p 0,0175), mais en revanche un taux de réintervention plus élevé avec les

stent Genesis Palmaz de Cordis (14 (77,8%) patients vs. 3 (25%) ; 0,0175).



Réintervention

Variable Non Oui p value
Sexe du patient
Homme 8 (57.1%) 7 (31.8%)
p 0.1330
Femme 6 (42.9%) 15 (68.2%)
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)
Age regroupé (en années)
Moins de 6 mois 0 (0%) 0 (0%)
Entre 6 mois et 2 ans 0 (0%) 0 (0%) 0.0230
Entre 2 ans et 12 ans 3 (21.4%) 14 (63.6%) e
Plus de 12 ans 11 (78.6%) 8 (36.4%)
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)
Poids regroupé (en kg)
Inférieur ou égal a 6 kg 0 (0%) 0 (0%)
Entre 6 et 10 kg 0 (0%) 0 (0%)
p 0.0080
Entre 10 et 35 kg 2 (14.3%) 14 (63.6%)
Plus de 35 kg 12 (85.7%) 8 (36.4%)
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)
Surface corporelle (en m?) 1.6 (0.3) 1(0.4) p 0.0001
Branche pulmonaire incriminée
Gauche 10 (71.4%) 15 (68.2%)
. p 1.0000
Droite 4 (28.6%) 7 (31.8%)
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)
Cardiopathie principale
Fallot régulier 7 (50%) 10 (45.5%)
L p 0.7900
Fallot irrégulier 7 (50%) 12 (54.5%)
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)
Association syndromique
Aucg’n syndrome ni malformation 11 (78.6%) 16 (72.7%)
associée
Di-George 1(7.1%) 2 (9.1%)
: p 0.8316
Alagille 0 (0%) 2 (9.1%)
Cardiopathie au premier degré 0 (0%) 0 (0%)
Fente labio palatine 2 (14.3%) 2 (9.1%)
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)
Symptdmes
Aucun 10 (71.4%) 15 (68.2%)
Dyspnée 4 (28.6% 7 (31.8%
ySP . (28.6%) (31.8%) p 1.0000
Douleur thoracique 0 (0%) 0 (0%)
Désaturation / cyanose 0 (0%) 0 (0%)
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)
Anastomose systémico-pulmonaire p 0.4941

préalable sur la branche incriminée




Non 8(57.1%) 10 (45.5%)
Oui 6 (42.9%) 12 (54.5%)
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)

Plastie préalable sur branche incriminée
Non

11 (78.6%)

14 (63.6%)

oui 3(21.4%) 8 (36.4%) p0.4672
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)
Nombre de plasties 0.3 (0.6) 0.5(0.8) p 0.3174
(Deﬂznenné;i)dermere plastie et stenting 10.5 (11.1) 6.3 (5) 0 0.3883
Dilatation préalable au ballon seul
préalable sur la branche incriminée
Non 6 (42.9%) 6 (27.3%) p 0.4715
Oui 8 (57.1%) 16 (72.7%)
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)
qubre de dilatati_ons au ballon 0.7 (0.7) 1(0.8) D 0.2642
préalable au stenting
Délai en:[re derniére dilatation et stenting 4.6 (4.8) 2.2 (1.7) D 0.1589
(en années)
Stenting préalable sur la branche
incriminée
Non 11 (78.6%) 18 (81.8%) p 1.0000
Oui 3 (21.4%) 4 (18.2%)
Total 14 (38.9%) 22 (61.1%)
Délai entre derpier stent et stenting 43(2.7) 6.8 (8.4) D 0.5896
actuel (en années)
Type de stent implanté
Palmaz Genesis 3 (25%) 14 (77.8%)
Valeo 3 (25%) 1 (5.6%)
CP stent 1 (8.3%) 0 (0%) p 0.0175
EV3 5(41.7%) 3 (16.7%)
Total 12 (40%) 18 (60%)

Tableau 11 : analyse bivariée des criteres pronostics de réintervention toute durée
dans la sous-population de tétralogie de Fallot.
En analyse multivariée, aucun facteur pronostic de réintervention n’est mis en
evidence. Le stent Palmaz Genesis de Cordis est choisi comme référence. Aucun

stent n’est associé de maniére significative a une réintervention.



Intervalle de confiance a 95%

Odd ratio (OR) Inférieur Supérieur p value
Age 1,123 0,721 1,722 0,564
Poids 1,521 1,002 3,316 0,127
Surface corporelle 0,015 0,001 0,157 0,0619
Type de stent implanté
Palmaz Genesis 1

Valeo 0,003 0 0,325 0,066

EV3 7,411 0,217 6,436 0,296

Tableau 12 : analyse en régression logistique multivariée des variables pronostiques

étudiées chez les patients avec une tétralogie de Fallot, toute durée




AUTEUR : Nom : DELARUE Prénom : Alexandre

Date de soutenance : vendredi 03/07/2020 a 18h00

Titre de lathese : Angioplastie-stenting des sténoses proximales de branches
pulmonaires dans les cardiopathies congénitales : délai et critéres pronostics de
réintervention, a propos de 69 stenting entre 1992 et 2017.

These - Médecine - Lille « 2020 »

Cadre de classement : Cardiologie pédiatrique et congénitale

DES + spécialité : Cardiologie et maladies vasculaires

Mots-clés : sténose proximale de branche pulmonaire ; stent ; réintervention ; critéres
pronostiques ; croissance.

Résumé :

Introduction : Le traitement des sténoses des branches artérielles pulmonaires est
controversée. Le délai moyen de réintervention apres stenting de ces Iésions est variable dans
la littérature. Les criteres prédictifs de réintervention et les conséquences du stenting sur la
croissance des branches pulmonaires sont peu connus. L’objectif principal est de déterminer
le délai moyen de réintervention apres stenting et les critéres prédictifs de réintervention
précoce. Les objectifs secondaires sont d’étudier la croissance des branches pulmonaires
apres stenting, et d’évaluer I'efficience de I'index de Nakata.

Matériel et méthodes : étude clinique rétrospective, monocentrique, incluant tous les patients
du CHRU de Lille ayant bénéficié d’'un stenting de branche artérielle pulmonaire entre le
01/07/1992 et le 01/07/2017. Les données recueillies comprenaient les antécédents cliniques
et paracliniques, les données hémodynamiques et la mesures de surface des branches
pulmonaires en scanner. La survenue et le type de complication post-procédure. L’association
entre réintervention précoce et les variables d’intérét ont fait I'objet d’'une analyse en
régression logistique univariée et multivariée. Les objectifs secondaires sont analysés par un
test de Student.

Résultats : 69 stents ont été implantés chez 47 patients. Le délai moyen de réintervention est
de 4,08 ans. Aucune variable n’est associée de facon significative a une réintervention
précoce. Tous les enfants de moins de 2 ans ont nécessité une réintervention précoce sans
significativé. Le stent Valeo™ est associé a un taux de réintervention moindre quel que soit le
délai apres la procédure initiale de stenting (OR a 0,098 [IC 95% ; 0,010-0,720] (p 0,030)). La
surface de la branche artérielle pulmonaire aprés stenting passe de 100,73 & 129,1 mm2/mz (p
0,013) en mesure point par point et de 105,48 mm2/m2 a 135,97 mm3/m2 (p 0,003) par I'index
de Nakata. Il existe une différence entre la mesure point par point de la surface de la branche
pulmonaire droite de 42,71 mm3/mz2 (p < 0,001) ainsi que celle de la surface pulmonaire
globale de 34,92 mm2/mz? (p < 0,001) par rapport a celle estimée par I'index de Nakata.

Conclusion : Le délai de réintervention moyen est de 4,08 ans. Le stenting des branches
pulmonaires dans les cardiopathies congénitales permet la croissance de ces dernieres de
fagon significative. Tous les stents implantés chez des enfants de moins de moins de 2 ans ou
moins de 10 kg ont nécessité une réintervention précoce. Le stent Valeo™ est associé a un
taux de réintervention moins important mais avec une durée de suivi moins longue. L'index de
Nakata scannographique sur-estime la surface de I'artére pulmonaire droite et globale.
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