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AVANT-PROPOS

AVANT-PROPOS

Cette theése d’exercice en médecine porte sur la présentation d’une étude clinique en cours.
Il s’agit ici de présenter le protocole ainsi que les premiers résultats, issus de 1’analyse
intermédiaire prévue avant le lancement de 1’étude. Avant ¢a, une synthése des connaissances

sur le SAHOS et I’ESSI chez I’enfant est proposée en premiére partie.
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Premiére partie : Le SAHOS de I’enfant

1 Définition du SAHOS de I’enfant

Le syndrome d’apnées hypopnées obstructives du sommeil (SAHOS) de I’enfant est défini par
la classification internationale des pathologies du sommeil 3*™ version [1] (ICSD3). Il s’agit

d’une association de signes cliniques et de critéres de polysomnographie.

Les signes cliniques retenus sont : le ronflement, la respiration laborieuse ou paradoxale durant
le sommeil, une somnolence diurne excessive, une hyperactivité, des troubles

comportementaux et des apprentissages.

Le critéere de polysomnographie retenu est la présence d’au moins une apnée ou hypopnée
obstructive par heure de sommeil (voir Annexe 1 pour les régles de codage d’une apnée). Il existe
également un critére alternatif nommé « profil d’hypoventilation obstructive », retenu lorsque

plus de 25% du temps de sommeil est passé en hypercapnie (PaCO2 > 50 mmHg).

Ce méme manuel de référence mentionne que « les critéres diagnostiques adultes peuvent étre
utilisés pour les patients agés de 13 a 18 ans ». Le caractére propositionnel de cette mention
répond a une réalité clinique complexe. En effet, le choix des criteres pédiatriques ou adultes
d’interprétations de polysomnographies dépend finalement plus de 1’appréciation clinique du
somnologue que de 1’age physiologique. C’est pour cette raison que I’on retrouve la régle
suivante dans le manuel AASM pour le codage du sommeil et des événements associés [2] :

« un spécialiste du sommeil peut choisir de coder un enfant > 13 ans avec les critéres adultes ».
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Enfin, méme s’ils ne font pas tous parti des critéres diagnostic ICSD3, il existe d’autres signes
évocateurs de SAHOS de I’enfant. On les retrouve dans la recommandation SFORL et CFC de
2017 « Rdle de I'ORL dans la prise en charge du syndrome d'apnée-hypopneée obstructive du

sommeil (SAHQOS) de I'enfant ».

A P’anamneése, il s’agit de : Ronflements fréquents ; Respiration bruyante durant le sommeil ;
Durée de sieste trop longue pour 1’age ; Respiration bouche ouverte ; Mastication lente ; Gasps,
rales ou arrét respiratoire avec reprise inspiratoire bruyante nocturne ; Enurésie nocturne ;
Endormissement en position assise ou hyper extension cervicale ; Cyanose ; Sueurs nocturnes ;
Céphalées au réveil ; Somnolence diurne ; Troubles de 1’attention et hyperactivité ; Probléeme

d’apprentissage et de mémoire

AT’examen physique, il s’agit de : Surpoids ou amaigrissement ; Respiration bouche ouverte ;
Hypertrophie amygdalienne ; Hypertrophie des végétations adénoides ; Faciés adénoidien ;
Obstruction nasale ; Micrognathie ; Rétrognathie ; Endognathie maxillaire ; Palais ogival ;

Hypertension artérielle.

Le degré de sévérité du SAHOS de I’enfant ne fait pas 1’objet d’un consensus. Cette notion
n’est ni abordée par la classification ICSD3, ni par le manuel AASM pour le codage du sommeil
et des événements associés. A ce jour, en pratique, c’est I’Index d’Apnées Hypopnées (IAH)
qui est utilisé pour définir le degré de sévérité du SAHOS. Comme rappelé dans la
recommandation SFORL et CFC de 2017, il est communément admis que le SAHOS de I’enfant
est a considérer comme léger pour un IAH entre 1,5 par heure et 5 par heure, modéré pour un
IAH entre 5 par heure et 10 par heure, et sévére pour un IAH au-dela de 10 par heure. Malgré
I’absence de consensus scientifique autour de la pertinence de ces normes, on peut leur accorder

le mérite d’étre reprises dans la grande majorité des études sur le sujet.
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2 Contexte épidémiologique et conséquences

Le SAHOS en population pédiatrique aurait une prévalence de 1 a 4% dans le monde. [3,4]

L’absence de confirmation du diagnostic par polysomnographie avant traitement dans

I’écrasante majorité des situations explique les difficultés a en définir 1I’épidémiologie.

Ainsi, une meta-analyse de 2008 [5] s’est intéressée a la prévalence des « apnées rapportées »
par les parents a ’anamnese. Ce critére d’anamnese est particuliérement pertinent puisqu’il
constitue, en pratique, le critere diagnostic le plus fréquemment utilisé pour conclure au
diagnostic de SAHOS chez I’enfant. Le tableau de résultats de cette étude est représenté ici
(Figure 1). En omettant une valeur extréme, on note que la prévalence d’apnées rapportées variait

ici entre 0,2% et 5,6% selon les études.

PREVALENCE OF PARENT-REPORTED APNEA

No. Location Age Definition of Apnea Prevalence (%)
10,279 Singapore (69) 4-7 yr Child stops breathing for short periods during sleep (yes/no) 1.2
5,979  China (39) 2-12yr  Breathing pauses 0.2
3,871 Korea (71) 15-18 yr  Breathing cessation during sleep =4x/wk 0.9
3,680  Greece (50) 1-18 yr  Child stops breathing during sleep every night 1.0
3,047  Hong Kong (38) 6-12 yr  Child stops breathing for a few seconds or struggles to breathe 1.5
3,045 Belgium (35) 6-13 yr  Child gasps for breath or is unable to breathe during sleep 0.8
2,900 Iran (54) 11-17 yr  Apnea (unclear how defined) 0.4
2,147  Turkey (37) 5-13 yr  Apnea (unclear how defined) 5.6
1,784  Turkey (36) 4-17 yr  Apnea “often” or “always"” 0.9
1,494  United States (52) 4-11 yr  Child stops or struggles to breathe, child’s lips turned blue, 3.8

or parent shook child because they were worried about their
child’s breathing during sleep “frequently” or more

1,211 Turkey (83) 6-13yr  Apnea “often” or “always” 1.6
1,198  Turkey (65) 3-11 yr  Child ceases breathing during sleep 3.3
1,014 United States (9) 13-16 yr  Child stops breathing or breathes abnormally every or 0.4
almost every night
895 Italy (64) 3-11 yr  Child has apnea during sleep 2.8
494 United States (43) 4-11 yr  Child seems to stop breathing during sleep 1.7
454 Iceland (41) 6 mo-6 yr Apnea often and very often 1.6
447 ltaly (21) 3-6yr Breathing cessation 18.6
325 Sweden (58) 4 yr Apnea every night 1.5
245 United Kingdom (60) 0-10yr  Child appears to hold breath for short periods of time during 4.0
sleep sometimes or often
141 United States (49) 4-8 mo  Difficult or labored breathing during sleep 3.0
101 Spain (22) 12-16 yr  Witnessed apnea ever 2.9

Figure 1. Tableau issu de la Méta-Analyse de Lumeng et Chervin [5].

Prévalence des « apnées rapportées » dans les études sélectionnées pour intégrer la méta-analyse
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Une étude ameéricaine [6] menée en 2009 s’est attachée a réaliser une polysomnographie chez
700 enfants agés de 5 a 12 ans, sélectionnés de facon aléatoire et systématique dans les écoles
primaires situées a proximité du laboratoire du sommeil de I’équipe de recherche.
25% de I’effectif total présentait un IAH supérieur a 1 par heure. 1,2% de 1’effectif présentait

un IAH supérieur a 5 par heure.

C’est entre les 4ges de 3 et 6 ans qu’est observé un pic d’incidence. Cela correspond a la maladie
d’adaptation [7], expression utilisée pour évoquer les fréquentes infections virales des VADS

de I’enfant avant 6 ans, avec pour conséquence I’hypertrophie de 1’anneau lymphatique de

Waldeyer.

g~;;a in sqmm. Males La figure 2 ci-(_:ontr(_e, issue
] X d’une étude radiologique [8]
_ - Airway publiée en 1981, montre la
700 X7 Females discordance majeure entre le
volume du cavum et le
600 | volume des tissus mous,
Soft /X, Males surtout aux &ges de 3 a6 ans.
Hissues.” o2 : “*K"'—‘x‘hshftx . "
500 | 5 es Les auteurs avaient repete
5 des radiographies, chez 41
400 | Airway Females sujets en bonne sante, tous
les ans de 2 a 12 ans puis
tous les 2 ans jusqu’a I’age

300 . de 19 ans.
200 Ainsi, le pic d’incidence
S L 56 7189 10N B K 17 19 observé entre 3 et 6 ans,
Age group in years correspond parfaitement a

cette période durant laquelle
le contenu (tissus mous), se
développe beaucoup plus
que le contenant (cavum).

Mean areas of nasopharyngeal airway and soft tissues. The
change with age is shown in normal males and females.

Figure 2. Figure issue de I’étude de W.D Jeans [8], publié dans le British Journal of Radiology

Evolution des surfaces de sections des tissus mous et des cavité rhinopharyngées en mm (ordonnée),
selon I’dge en année (abscisse).
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Depuis vingt ans, on observe une augmentation de I’incidence du SAHOS de I’enfant, en lien
avec 1’augmentation de I’incidence du surpoids dés le plus jeune Aage [9-11].
Dans une étude de 2009 [12], E.Dayyat et al. met en évidence que le lien entre le volume des
tonsilles et IAH est beaucoup moins fort chez les enfants obeses que chez les non obéses. En
d’autres termes, a volume tonsillaire égal, 1’enfant obese présentera un IAH plus sévere que le
non obese. Le surpoids est donc, comme chez 1’adulte, une cause a part entiére de SAHOS de
I’enfant. La raison principale avancée par 1’auteur est un excédent de tissus adipeux au niveau
cervical. On peut y ajouter une autre explication anatomique : 1’augmentation de pression
abdominale par la graisse abdominale, entrainant des limitations des mouvements respiratoires.
Enfin, il existe aussi une explication hormonale : une résistance a la leptine des enfants obeses
aggravant la dépression respiratoire nocturne [13]. En effet, cette hormone, en plus d’étre celle
de «la satiété », présente un réle stimulant du systéme respiratoire nocturne. De plus, la
fragmentation du sommeil liée au SAHOS induit une élévation des taux de leptines circulants

[14], favorisant ainsi 1’obésité. Il s’agit donc ici d’un cercle vicieux.

Les conséquences néfastes des troubles du sommeil de I’enfant [15] ont fait 1’objet de

nombreuses publications scientifiques, dont voici le résumé :

Du point de vue métabolique [4], une augmentation de 1’insulino-résistance, une dérégulation
de I’équilibre leptine/ghréline, une dyslipidémie, et une augmentation de 1’inflammation et du

stress oxydatif.

Du point de vue cardio-vasculaire [16], une augmentation significative de la tension artérielle,
un remodelage vasculaire avec athérosclérose, un niveau pathologique d’activation du tonus

sympathique.

Du point de vue cognitif [17] , des troubles de la vigilance a court terme, des troubles cognitifs
a long terme, avec notamment des anomalies des troubles de développement du cortex

préfrontal, responsable de la planification des fonctions exécutives.
11
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3 Les trois types de SAHOS de I’enfant

3.1 Définitions des types de SAHOS de I’enfant

Le collapsus répété des VADS durant le sommeil caractérisant le SAHOS peut étre favorisé par

différentes situations. Voici un schéma simplifié (figure 3) de modélisation des VADS.

Figure 3. Schéma simplifié des VADS, issu des dessins du Pr.Guilleminault,

sur lequel ont étés annotées les fléeches vertes et rouges ; légende ci-dessus.

Légende

Tonus tenseur et
dilatateur pharyngé,
luttant contre le collapsus

Forces péri-pharyngées
favorisant le collapsus

//Z/ Tissus mous
WL endo-luminaux
Pinsp : Pression inspiratoire

Patm : P. atmosphérique

Pc : P.critique (Pression a laquelle
survient le collapsus et donc I'arrét de débit)

En 2008, Capdevilla et al. [18] a proposé une classification des SAHOS de I’enfant en trois

types, selon leur physiopathologie.

Le type | correspond aux enfants avec une hypertrophie lymphatique de I’anneau de Waldeyer,
sans obésité ni autre comorbidité interférente. Il s’agit en pratique de I’'immense majorité des
SAHOS de I’enfant. Sur le schéma, cela correspond a un exces des tissus mous ( Y/ 78 ),

réduisant le calibre des VADS a ce niveau.

Le type Il correspond aux enfants présentant un surpoids, avec ou sans hypertrophie
lymphatique de I’anneau de Waldeyer. 11 s’agit du type de SAHOS dont I’incidence est en forte
augmentation. Sur le schéma, cela correspond a une trop grande importance des forces péri-

pharyngées favorisant le collapsus ( ’).

12
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Le type 111 correspond aux enfants présentant des dysmorphies cranio-facial et/ou des troubles
neuro-musculaires. Sur le schéma, cela peut correspondre a une multitude de situations.
On peut par exemple observer un déficit des forces dilatatrices pharyngées (’ ), dans le cadre
d’une myopathie. On peut aussi observer un excés de tissus mous ( 4. ) dans le cadre d’un
syndrome de Beckwith-Wiedemann, avec macroglossie. Cela peut aussi correspondre a une
réduction globale du calibre des VADS due a une rétromandibulie dans le cadre d’une séquence

de Pierre Robin par exemple.

Initialement fondée sur un raisonnement physiopathologique, cette classification a finalement
permis de distinguer différents profils cliniques (voir annexe 2), et thérapeutiques. En
conséquence, différentes stratégies de prises en charges ont étés élaborées a partir de cette

classification.

3.2 Prises en charges selon le type de SAHOS

Les deux documents encadrant la prise en charge du SAHOS de I’enfant en France sont la
recommandation HAS de 2012 « Place et conditions de réalisation de la polysomnographie et
de la polygraphie respiratoire dans les troubles du sommeil » et la recommandation de 2017
« Rdle de I'ORL dans la prise en charge du syndrome d'apnée-hypopnée obstructive du sommeil

(SAHOS) de I'enfant » rédigée par la SFORL et CFC.

L’examen clinique ORL, reste sensiblement le méme quel que soit le type de SAHOS. Il
s’attache a rechercher les facteurs généraux et anatomiques prédisposant au SAHOS. Notons
que cet examen comprend systématiquement la réalisation d’une nasofibroscopie, menée

jusqu’a visualisation du plan glottique

13
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L’étape du diagnostic de SAHOS, elle, differe selon le type de SAHOS.
Selon la recommandation HAS 2012, si I’on se trouve dans une situation de SAHOS de type 2
ou 3, alors il est recommandé de réaliser une confirmation par polysomnographie avant
traitement. Selon la recommandation 2017 de la SFORL et CFC, la polysomnographie de
confirmation diagnostic pré-thérapeutique n’est indispensable qu’avant le traitement d’un
SAHOS de type 3. Il ne s’agit pas nécessairement 1a d’un désaccord de fond mais plutdt d’une
réalité pratique. En effet, il existe d’importantes difficultés d’accés aux laboratoires du sommeil
sur le territoire, ce qui explique cette discordance sur la réalisation d’une polysomnographie

pré-thérapeutique dans la situation du SAHOS de type 2.

Le traitement a pour finalité la désobstruction des VADS, mais sa modalité différe de facon

logique selon le type de SAHOS.

Dans le SAHOS de type 1, la chirurgie de I’hypertrophie lymphoide est le traitement principal.

Il s’agit de ’amygdalectomie au moins partielle et/ou de I’adénoidectomie dans I’immense
majorité des cas. Le taux de succes de cette chirurgie dans cette population se situe entre 66,3%
[19] et 82,9% [20] si I’on se référe aux deux principales méta-analyses visant a répondre & cette
question. Ce taux de réussite chirurgical varie beaucoup selon les définitions du succes.

Dans le SAHOS de type 2, la chirurgie de I’hypertrophie lymphoide reste indiquée lorsqu’il

existe une telle hypertrophie. En revanche le taux de succes sur le SAHOS est drastiqguement
réduit. En effet, I’obésité participe, au moins en partie, a la constitution du SAHOS [12].
L’étude de N.Alsufyani et al. [21] a mis en évidence que ’obésité était le facteur le plus
positivement et significativement corrélé a 1’échec de 1’adénoido-amygdalectomie sur le
SAHOS.

Dans le SAHOS de type 3, la complexité des situations cliniques [22] impose des stratégies de

prises en charges variées et pluridisciplinaires. Elles peuvent étre chirurgicales (chirurgie

14
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orthognathique, chirurgie épiglottique, stimulation du nerf XII, etc.), instrumentales (orthéses
maxillo-mandibulaires, dispositif anti-décubitus dorsal, etc.), ventilatoires (PPC lorsque la
situation 1’exige et le permet), et peut-étre bient6t médicales (traitements éveillant [23],

inhibiteur de I’anhydrase carbonique [24]).

15
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4 Endoscopie sous sommeil induit (ESSI)

4.1 Historique de la technique

Validation en

1¢ endoscopie sous sommeil 1°" essai de grande ampleur population
pédiatrique
1978 1991 1998 2005 2012
[ I

Lléfe endoscopie sous sommeil induk Validation de la technique

Figure 4. Frise chronologique représentant les dates clés de I’historique de I’ESSI

L’exploration anatomique des VADS durant le sommeil est un défi depuis 1978, date de la
premicre publication d’endoscopie sous sommeil [25]. Le sommeil n’était ici pas induit, mais
naturel, chez 10 patients présentant une somnolence diurne excessive. Il avait alors été mis en
évidence que les sites rétro-basilingaux et vélo-pharyngés étaient les principales zones

d’étroitesses des VADS durant le sommeil.

Il aura fallu attendre 13 ans, en 1991, pour voir la premiére description d’endoscopie sous

sommeil induit [26] dans une étude a petits effectifs également.

En 1998, le 1°" essai de grande ampleur [27] (300 patients), visant a valider I’ESSI a été publié.
L’¢étude a surtout démontré les limites de cet examen, puisqu’un nombre important de patients
non ronfleurs avaient présenté des ronflements aprés une induction d’un sommeil probablement

trop profond.

Enfin, c¢’est en 2005, qu’un essai clinique [28] a permis de valider la pratique. L’étude
prospective a montré une différence significative concernant les resultats d’ESSI entre le groupe
ronfleurs/SAHOS (53 sujets) et le groupe sans histoire de troubles du sommeil (54 sujets).
C’est d’ailleurs cette méme année que le nom anglais donné a cette technique est passé de
« Sleep nasendoscopy » a « Drug Induced Sleep Endoscopy », ou en frangais : Endoscopie Sous

Sommeil Induit (ESSI).
16
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L’ensemble de ces études concerne des populations adultes. Pour ce qui est de ’ESSI en
population pédiatrique, c’est en 2012 que Durr et al. réalise une étude [29] portant sur la
faisabilité de la technique en population pédiatrique. 13 sujets étaient inclus dans I’étude, agés
de 4 a 15 ans, les 3 types de SAHOS étaient représentés. La faisabilité et la tolérance de
I’examen étaient décrites comme satisfaisante. Cela a donc ouvert la voie a de nombreux essais

sur ’ESSI en population pédiatrique depuis.

4.2 Indications de I'ESSI pédiatrique

Avant tout, il est important de préciser que deux méthodes d’évaluation morphologique sous
sommeil induit sont décrites : I’ESSI et la ciné-IRM. Dans les deux cas il s’agit d’induire un
sommeil artificiel et d’observer 1I’anatomie via une caméra (ESSI) ou via une série de clichés
IRM (ciné-IRM). Bien qu’aucune technique n’ait démontré de supériorité sur 1’autre dans la
littérature, la pratique de I’ESSI surplombe largement celle de la ciné-IRM [30]. D’abord car il
existe difficultés d’accés a la ciné-IRM. Mais aussi et surtout car I’ESSI présente 1’avantage
d’étre effectuée au bloc opératoire, et donc de pouvoir étre associé a un geste thérapeutique

dans les suites immédiates du temps diagnostic.
La 11°™ recommandation du document de la SFORL et CFC de 2017 aborde I’indication de
I’ESSI de la fagon suivante :

« 1l n’est pas recommandé de réaliser systématiquement une ESSI chez I’enfant présentant un

SAHOS. Elle peut étre discutée :
- en cas de discordance entre un SAHOS confirmé et I’absence hypertrophie adénoido-
amygdalienne obstructive a I’examen clinique.

- en cas d’échec thérapeutique apres adénoido-amygdalectomie.

- chez les patients syndromiques si une prise en charge chirurgicale est envisagée »
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4.3 Réalisation de I’ESSI

L’ESSI nécessite un environnement adéquat composé d’au moins un ORL et un anesthésiste,
avec du matériel autorisant I’anesthésie générale (bloc opératoire, ou salle d’endoscopie). Il est
conseill¢ de rendre 1’environnement le plus calme possible pour favoriser I’endormissement
paisible. Ensuite, il convient d’induire un sommeil avec maintien de ventilation spontanée, a
I’aide d’une sédation. Une fois le degré de sommeil souhaité atteint, ’ORL introduit le
nasofibroscope puis analyse les VADS. Ce principe général est communément admis comme

¢tant I’ESSI. En revanche, il n’existe pas a ce jour de consensus sur les modalités de réalisation.

La préparation locale comprend de la lidocaine pour certaines équipes [31], provoquant une
possible augmentation des résistances au sein des VADS selon une méta-analyse [32], aucun

produit pour d’autres [29]. Les vasoconstricteurs sont contre-indiqués avant 1’age de 15 ans.

La prémédication comporte de I’atropine [33] pour certaines équipes, des benzodiazépines

[34] pour d’autres, aucune molécule pour d’autres.

Le protocole d’anesthésie se fait entierement par voie inhalatoire pour certaines équipes [35],
entiérement par voie intra-veineuse pour d’autres [36]. La molécule utilisée est le propofol pour
certaines équipes, la dexmedetomidine pour d’autres. Certaines équipes maintiennent
I’anesthésie par seringue auto-pousseuse avec objectif de concentration [31], d’autres par bolus

répétés [37] sous contrble clinique ou paramétrique.

Le contrdle de la profondeur du sommeil peut étre réalisée par I’index bi-spectral (BIS) pour

certaines equipes [34], par simple stimulation verbale pour d’autres [29].

La classification de 1’obstruction des VADS n’est pas non plus consensuelle. On en retrouve
de nombreuses dans la littérature mais la recommandation SFORL et CFC de 2017 met tout de
méme en avant la classification de Chan et al. [38] comme étant celle paraissant « la plus

adaptée a I’enfant » (VOIr Annexe 3).
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5 Problématique et objectifs de I’étude

« Dans quelle mesure vais-je modifier mon diagnostic anatomique si je propose une ESSI,
par rapport a ’examen clinique que je viens de pratiquer ? ». Cette question que I’ORL
peut parfois se poser face a son patient ne trouve pas de réponse dans la littérature scientifique.
La nature et I’intensité de la corrélation entre examen clinique et ESSI restent encore a

déterminer.

A ce jour, on retrouve 5 études [39-43] qui comparent des éléments cliniques a des éléments
de I’ESSI, chez I’enfant. Sur ces cing études, trois avaient pour objectif principal d’évaluer la
corrélation entre constats cliniques et constats d’ESSI, sur un seul site anatomique pour chacune
d’entre elles. Toutes ces études étaient a recrutement rétrospectif, avec des effectifs allant de
28 a 154 sujets. Une limite importante de ces études est 1’utilisation de critéres et classifications

différents entre I’examen clinique et I’ESSIL.

L’objectif principal est de mesurer la concordance de 1’évaluation des voies aériennes
supérieures (VADS) selon la classification de Chan, entre ’examen clinique comprenant une
endoscopie en éveil (EE) et I’endoscopie sous sommeil induit (ESSI) chez les enfants présentant

un SAHOS avec indication d’ESSI a I’issue de 1’examen clinique.

L’objectif secondaire est 1’évaluation de la comparabilité inter et intra évaluateurs des

classifications de Chan, a la fois pour I’EE et I’ESSIL.
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Deuxiéme partie :
L’étude clinique EE versus ESSI

1 Matériel et méthodes

1.1 Plan de I’étude

L’étude est observationnelle, diagnostique, prospective et multicentrique Elle est menée au
CHU de Lille et a I’hopital Saint Vincent de Paul (Lille). Le cadre légal est celui de la loi Jardé
2016 [44], plus précisément comme étant une recherche impliquant la personne humaine de
type 3. Le consentement oral des représentant légaux est systématiquement recueilli, lors de

I’inclusion (le jour de la consultation) et de nouveau lors de I’ESSI.

Les critéres d’inclusion que nous avons retenus sont : tout patient 4gé¢ de 1 a 16 ans, se
présentant en consultation ORL pour troubles du sommeil depuis septembre 2022, avec SAHOS
suspecté ou confirmé sur polysomnographie et dont une ESSI est indiquée. Le critere de non
inclusion est 1’appareillage en cours par PPC. Les critéres d’exclusion sont la contre-indication
a I’anesthésie, la survenue d’un événement indésirable durant 1’anesthésie, et la constatation

d’un syndrome d’apnées du sommeil central ou a prédominance centrale.

Les sujets sont classés en sous-groupes selon les 3 catégories de SAHOS rappelés dans les
recommandations pour la pratique clinique de la SFORL de 2017 concernant le SAHOS de
I’enfant. L’examen clinique est mené par les cliniciens ORL des deux centres de recrutement.
L’ESSI est réalisé en présence d’un ORL senior, et d’un anesthésiste senior, tous deux habitués
de la technique. La réalisation de I’ESSI est menée selon le méme protocole chez tous les
patients, moins de douze semaines aprés 1’examen clinique. Les vidéos des examens de
fibroscopie clinique et sous sommeil sont enregistrées, permettant une relecture en aveugle

ultérieure.
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La figure 5 ci-dessous synthétise le schéma de 1’étude.

Consultation en ORL pédiatrique

pour troulf)le \.re,ntllatmre ~—*| Classification de Chan et Al.
sommeil de I'enfant

/‘\ Enregistrement vidéo

site obstructif de diagnostic Doute sur un site obstructif
clinique évident
(Exemple : hypertrophie omygdalienne)

Proposition d’ESSI

Proposition de traitement

(Exemple : Amygdalectomie) P Classification de Chan et Al.

Enregistrement vidéo

ESSI dans les 3 mois |

Partie indépendante de lI'étude

Figure 5 — Schéma de I’étude EE versus ESSI

1.2 Examen clinique

Les criteres évalués lors de I’examen clinique ont étés choisi a partir des recommandations pour
la pratique clinique de la SFORL de 2017 et sur le rapport 2016 de la SFORL « syndrome
d’apnées du sommeil de I’enfant » [45].

Le document de recueil de données est présenté en Annexe 4. Il est systématiquement complété

durant la consultation, ou a la fin de celle-ci.
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1.2.1 Anamnese
La date et le motif de consultation sont systématiquement mentionnés.

11 existe quatre situations amenant aux consultations pour SAHOS de I’enfant dans le service :
une suspicion clinique de SAHOS ; une consultation apres une polysomnographie retrouvant
un SAHOS ; un SAHOS persistant malgré un traitement ; une consultation systématique dans

le cadre d’une comorbidité.

La classification en SAHOS de type 1 par le clinicien correspond aux situations ne remplissant

ni les criteres de SAHOS de type 2, ni ceux de SAHOS de type 3.

La classification en SAHOS de type 2 par le clinicien correspond aux situations d’obésité,
veérifiées au besoin dans le carnet de sante, selon les seuils de I’'TOTF pour I’4ge comme définis

dans la recommandation HAS 2011 « Surpoids et obésité de I’enfant et de 1’adolescent ».

La classification en SAHOS de type 3 par le clinicien correspond aux situations avec

dysmorphie cranio-faciale et/ou troubles neuro-musculaires.

Si une polysomnographie a été réalisée, alors I’'TAH est relevé par le clinicien, parmi deux
catégories : 1,5 a 10 par heure (SAHOS léger a modéré), ou plus de 10 par heure (SAHOS

sévere).

Les données d’anamnese relevées sont 1’éventuelle présence de ronflements fréquents
(systématique ou la majorité du temps), d’une respiration bruyante durant le sommeil, d’une
durée de sieste trop longue (supéricure a 2h30), d’une respiration buccale prépondérante,
d’arréts respiratoires avec reprise inspiratoire bruyante, d’épisodes d’apnées observés,
d’énurésie nocturne (particulierement énurésie secondaire, apres au moins 6 mois de
continence), d’endormissement en position assise ou en hyper extension cervicale, de sueurs
nocturnes, de céphalées au réveil, de somnolence diurne, de trouble de [D’attention et

hyperactivité de problémes d’apprentissage et de mémoire.
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1.2.2 Examen physique
Les éléments de I’examen physique recueillis sont le volume amygdalien selon la classification

de Brodsky [46], la présence d’un palais ogival, la présence d’une micrognathie, rétrognathie,
endognathie maxillaire, I’obstruction nasale avec respiration buccale et la présence d’un faciés
adenoidien.

La nasofibroscopie est menée en position assise, apres une a trois pulvérisations par narine de
Xylocaine nébuliseur 5%, selon le poids (une pulvérisation pour 5 kg de poids).
Le volume des vegetations adénoides est recueilli selon la classification de Cassano [47].
Le reste des constations est reporté selon la classification de Chan [38], habituellement utilisée
lors de I’ESSI. La figure issue de I’étude princeps de la classification de Chan est représentée
sur la feuille de recueil de données pour que le praticien puisse s’y rapporter immédiatement

aprés la réalisation de la nasofibroscopie.

1.3 Endoscopie sous sommeil induit

1.3.1 Modalités de réalisation de ’ESSI

L’ESSI est réalisee dans un delai de douze semaines au maximum aprés 1’évaluation clinique.
Cet acte était réalisé a chaque fois par I’exercice conjoint d’un senior d’anesthésie et d’un sénior
d’ORL, tous deux habitués de la technique. Le praticien interprétant I’ESSI est le méme que

celui qui a réalisé la consultation.

Le geste se déroule au bloc opératoire, en décubitus dorsal avec éventuellement la peluche

préférée de 1’enfant pour favoriser I’endormissement.

Un enregistrement continu et systématique des constantes vitales est mis en place : fréquence
cardiaque (BPM), saturation en oxygene (%), tension artérielle (toutes les deux minutes,
mmHg), ECG, index bispectral (BIS) des I’installation du patient et jusqu’au réveil complet de

ce-dernier. Le nasofibroscope utilisé est de petit diametre (2,2 mm).
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La sedation est menée de la fagon suivante : premédication par Midazolam, puis pose d’une
voie veineuse périphérique soit pendant 1I’induction par Sévoflurane inhalé, soit aprés simple
application d’un anesthésiant locale en creme au niveau du point de ponction, parfois associé a
I’inhalation de protoxyde d’azote. La sédation est ensuite poursuivie par voie intra-veineuse
avec un bolus initial de 1 a 2 mg/kg de propofol, suivi par des injections successives de 1 a 2
mg selon 1’objectif de sédation, qui est I’obtention d’un BIS entre 50 et 70. L’oxygénothérapie
n’est pas systématique, elle peut étre administrée en cas de désaturations considérées comme
trop importantes par ’anesthésiste en prenant soin d’éviter une interface modifiant la
morphologie des VADS et en appliquant la plus petite pression possible afin d’éviter I’effet de

pression expiratoire positive.

1.3.2 Classification de Chan

Comme lors de la consultation, la méme figure issue de 1’étude princeps (VOIr Annexe 3) de la
classification de Chan est a disposition de I’ORL au moment ou il formule son compte rendu,

c¢’est-a-dire immédiatement aprés I’ESSI.

1.3.3 Comparabilité inter et intra évaluateurs

Quatre évaluateurs ORL réalisent une relecture indépendante des vidéos de nasofibroscopie
enregistrées lors I’examen clinique et de I’ESSI, chez des patients répondant aux critéres de
recrutement de notre étude. Les évaluateurs sont en aveugles de I’identité des patients et du
score de Chan réalisé en pratique clinique. Ils sont aussi en aveugle des autres relectures vidéo.
Les relecteurs ORL ont a disposition la figure de la classification de Chan issue de I’étude
princeps (voir Annexe 3), et ils ont la possibilité de revoir chaque vidéo plusieurs fois a la

demande.

Les relectures vidéo d’un évaluateur seront comparées au score Chan qu’il a lui-méme réalisé

en pratique clinique, deux semaines a 4 mois avant la séance de relecture.
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1.4 Analyses statistiques

1.4.1 Analyses des données

1.4.1.1 Analyses descriptives
Les variables quantitatives continues ont été décrites par leur moyenne (écart-type) ou

médiane [quartiles 1 & 3] selon leur distribution, gaussienne ou non, évaluée graphiquement par
des histogrammes de répartition des données. Des box plot ont éte réalisés pour chaque variable

quantitative.

Les variables qualitatives ont été décrites par leur nombre (pourcentages). Des diagrammes

en barres ont été construits pour chaque variable qualitative

1.4.1.2 Analyses comparatives

Pour ce qui est de I’objectif principal, des tableaux de contingences ont été construits entre
la classification de Chan évaluée lors de I’examen en consultation (EE) et celle évaluée lors de
I’ESSI pour chaque site anatomique des voies aeriennes supérieures (VADS). Les coefficients
de Kappa pondérés de Cohen de la classification Chan entre les deux examens (EE versus ESSI)
sont calculés avec leur intervalle de confiance (IC) a 95% pour chaque niveau anatomique des

VADS (via la librairie « vcd » de R®).

Pour ce qui est des objectifs secondaires, la concordance inter-juge a été calculée par des
coefficients de corrélation des rangs de Spearman présentés avec leur IC a 95%. Des matrices
de correlation ont été réalisées afin de visualiser la concordance de la classification de Chan

évaluée en vidéo entre chaque examinateur (n° 1 a 4) et pour chaque site anatomique des VAS.

La concordance intra-juge a quant a elle été calculée par des coefficients de Kappa pondérés

de Cohen de la classification Chan évaluée en ESSI puis en vidéo par I’examinateur n° 2.
Le seuil de significativité de tous les tests statistiques était une valeur p inférieure a 0.05.

Toute les analyses ont été réalisées avec le logiciel R® 4.1.2.
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1.4.2 Gestion des données manquantes

Les données manquantes ont été comptabilisées pour chaque variable puis décrites. En cas de

données « Missing at random » et lorsque la proportion de données manquantes était inférieure

a 20% par variable, une stratégie d’imputation simple non conditionnelle a été retenue : par la

moyenne pour les variables quantitatives continues, par la médiane pour les variables

quantitatives discrétes et par le mode pour les variables qualitatives (via la librairie « Hmisc »

de R®). Des analyses de sensibilité avant et aprés imputation seront réalisées afin de vérifier la

qualité et la robustesse de 1’imputation.

2 Reésultats

2.1 Diagramme de flux

54 patients inclus a I'issue
de leur consultation ORL

77 enregistrements
(54 issus de I'EE ;
23 issues de 'ESSI)

10 vidéos
manquantes

‘ 5 vidéos exclues
car ininterprétables

‘

62 vidéos

conservées
pour relecture

0 exclu

v

23 ont eu leur ESSI

31 n’ont toujours pas eu leur
ESSI au moment de l'analyse
intermédiaire

v

17 présentent toutes les
données nécessaires pour
intégrer l'analyse du critere
de jugement principal

6 présentent des données
essentielles  manquantes
au moment de [I'analyse
intermédiaire

Comparabilité inter-évaluateurs

Objectif principal : EE versus ESSI

Figure 6 — Diagramme de flux au moment de I’'analyse intermédiaire de I’étude
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2.2 Caracteristiques initiales de la population

Au moment du recueil de données pour analyse intermédiaire, 54 patients ont étés inclus dans
I’étude, c’est-a-dire qu’ils ont bénéficié d’une consultation ORL avec indication d’ESSI. Parmi
eux, 23 ont déja benéficié de leur ESSI, dont 6 pour lesquels le résultat n’est pas encore
disponible. Donc, 17 sujets présentent les données suffisantes pour intégrer I’analyse du critére

de jugement principal. Leurs caractéristiques sont résumées dans le tableau 1.

Pour ce qui est des enregistrements vidéo, nous avons choisi d’utiliser toutes les vidéos
disponibles et exploitables au moment du recueil de données pour analyse intermédiaire, ¢’est-

a-dire 62 vidéos.

L’ensemble est résumé dans le diagramme de flux (figure 6).

L’age moyen est de 6,6 ans. L’effectif est composé de 10 (59%) garcons et 7 (41%) filles. Les
4 motifs de consultations possibles sont représentés, dont le plus récurrent est « suspicion
clinique de SAHOS » chez 10 (59%) enfants. 8 (47%) enfants sont classés SAHOS type 1, et 9
(53%) sont classés SAHOS type 3. 11 (65%) enfants n’avaient pas eu de polysomnographie
préalable, et parmi les 6 dont la polysomnographie préalable était disponible, 2 (12%)
présentent un SAHOS léger a modére, et 3 (17%) présentent un SAHOS sévere. Le symptome
« ronflements importants » est retrouvé chez tous les enfants (100%). Pour ce qui est des
volumes amygdaliens, on note une répartition homogéne des scores de Brodsky. Les quatre
niveaux de volumes de végétations adénoides sont aussi représentés, avec une prépondérance
pour la classe 3, chez 10 enfants (59%). Il y a peu de données manquantes, hormis les données

anthropométriques, avec 9 (35%) tailles manguantes et 2 (12%) poids manguants.
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Tableau 1 — Caractéristiques de la population étudiée

Cohorte Données
n=17 manquantes

Informations démographiques
Age (années) 6,6 (4,0) 0
Sexe (Fille) 7 (41%) 0
Poids (kg) 29,4 (17,1) 2 (12%)
Taille (cm) 116,3 (30,6) 9 (35%)
Antécédents
Rhinite allergique 1(6%) 0
Asthme 2 (12%) 0
Trisomie 21 5(29%) 0
Myopathie 2 (12%) 0
Maladie de surcharge 1(6%) 0
Maladie
Motif de consultation

- Suspicion clinique de SAHOS 10 (59%)

- Consultation ORL avec découverte polysomnographique de SAHOS 5 (29%) 0

- SAHOS persistant malgré un traitement 1 (6%)

- Consultation ORL de sommeil systématique dans le cadre d'une 1 (6%)

pathologie

Niveau de SAHOS

- Absence de polysomnographie 11 (65%) 1(6%)

- Léger a Modéré 2 (12%)

- Sévere 3(17%)
Type de SAHOS

- Typel 8 (47%) 0

- Type2 0

- Type3 9 (53%)
Symptomatologie
Sensation d'obstruction nasale 12 (71%) 0
Ronflements importants 17 (100%) 0
Apnées constatées par |'entourage 12 (71%) 0
Enurésie secondaire 8 (47%) 0
Hyperextension cervicale nocturne 6 (35%) 0
Sueurs nocturnes 12 (71%) 0
Céphalées matinales 3 (18%) 0
Siestes excessives pour I'age 8 (47%) 0
Somnolence ou agitation 15 (88%) 0
Respiration buccale 14 (82%) 0
Facies adénoidien 14 (82%) 0
Palais ogivale 2 (12%) 0
Obstruction nasale a la rhinoscopie 12 (71%) 0
Micrognathie ou Rétrognathie 0 0
Scores
Score de Brodsky

-1 6 (35%)

-2 2 (12%) 0

- 3 5 (29%)

- 4 4 (24%)
Classification de Cassano

-1 1(6%)

-2 4 (23%) 0

-3 10 (59%)

- 4 2 (12%)
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2.3 Critere de jugement principal : comparabilité entre ’examen
clinique (EE) et ’ESSI

Une corrélation modérée a forte est retrouvée au niveau de la base de langue (k = 0,60, p <
0,001). Une corrélation faible est retrouvée aux niveaux du cavum (k = 0,39, p = 0,003), et de
I’oropharynx (k = 0,34, p = 0,034). Aux niveaux du carrefour vélo-pharyngeé et de la sus-
glotte, la corrélation semble trés faible, bien que les résultats ne soient pas statistiquement

significatifs.

Les tableaux de contingences de la classification de Chan évaluée en EE et en ESSI sont
représentés dans le tableau 2. La figure 7 résume les résultats analysés, sur les cing sites

anatomiques.

©
~
(¢ ]

Site anatomique

B Cavum

® Vélopharynx
n A Oropharynx

A Base de langue
Sus glotte

o
Sy
o

Coéfficient Kappa pondéré

0.00+

Figure 7 - Coefficients Kappa pondérés de Cohen de la classification de Chan
évaluée en EE versus en ESSI
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Tableau 2 — Tableaux de contingences des scores de Chan clinique et ESSI, pour chaque niveau
anatomique de la classification de Chan

Score de Chan CLINIQUE
0 1 2 3
0 0 0 0 0
Score de Chan ESSI 1 1 1 1 0
2 0 2 2 0
3 0 1 4 5

Kappa pondéré de Cohen = 0.389 [0.130 — 0.647], P = 0.003

Carrefour vélopharyngé
Score de Chan CLINIQUE
1

Score de Chan ESSI

N = O
R, |O|N

R[N OO
oO/lojo/lo|WwW

1
3
3
2

Kappa pondéré de Cohen = 0.044 [-0.128 — 0.215], P =0.617

Score de Chan CLINIQUE
0 1 2 3
0 1 1 1 0
Score de Chan ESSI 1 1 2 0 0
2 0 1 4 0
3 0 4 0 2

Kappa pondéré de Cohen = 0.344 [0.026 — 0.662], P = 0.034

Base de langue
Score de Chan CLINIQUE

0 1 2 3

0 2 0 1 0

Score de Chan ESSI 1 3 2 1 0
2 0 0 6 0

3 0 0 1 1

Kappa pondéré de Cohen = 0.602 [0.331 — 0.873], P < 0.001

Score de Chan CLINIQUE
0 1 2 3
0 1 1 1 0
Score de Chan ESSI 1 3 5 2 0
2 0 2 2 0
3 0 0 0 0

Kappa pondéré de Cohen = 0.183 [-0.188 — 0.553], P = 0.334
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2.4 Objectifs secondaires : comparabilité inter et intra évaluateurs

2.4.1 Comparabilité inter-évaluateurs
Quatre évaluateurs ont réalisé une relecture de 62 vidéos de nasofibroscopie, dont 39 sont issues

de I’examen clinique, et 23 d’une ESSIL.

L’oropharynx et la base de langue sont les deux sites anatomiques avec les plus grandes
corrélations inter-évaluateurs. Les taux de corrélations entre évaluateurs sur I’ensemble de ces
deux sites vont de r = 0,54 entre le relecteur 1 et le relecteur 4 au niveau de la base de langue,

ar=0,82 entre le relecteur 2 et 3 au niveau de I’oropharynx.

Le cavum et la sus-glotte, présentent tous les deux le schéma suivant : un relecteur peu corrélé

avec les autres qui eux sont corrélés entre eux. Au niveau du cavum, il s’agit du relecteur 2 qui

présente des taux de corrélations de r = 0,20 a r = 0,25 avec les autres relecteurs, qui eux

présentent des taux de corrélations de r = 0,6 a r = 0,74 entre eux. Au niveau de la sus-glotte, il

s’agit du relecteur 1 qui présente des taux de corrélations de r = 0,21 a r = 0,29 avec les autres

relecteurs, qui eux présentent des taux de corrélations de r = 0,51 a r = 0,63 entre eux.

Le carrefour vélo-pharyngé est le niveau anatomique qui présente les corrélations inter-
évaluateurs les plus faibles, allant de r = 0,1 entre le relecteur 1 et le relecteur 4, ar = 0,54 entre

le relecteur 2 et le relecteur 3.

Ces coefficients de corrélations, avec leur significativité statistique respective sont représentés
en Annexe 5. Les résultats sont présentés ici sous la forme de matrices de corrélations (figure 8 ;

9;10; 11 ; 12).
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Figure 8 - Matrice de corrélation inter-juge de la classification Chan au niveau du Cavum
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Figure 9 - Matrice de correlation inter-juge de la classification Chan au niveau du Vélopharynx
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Figure 12 - Matrice de corrélation inter-juge de la classification Chan au niveau de la sus-glotte

2.4.2 Comparabilité intra-évaluateur

Vingt relectures vidéo du relecteur 2 ont été comparées a ses propres lectures initiales, réalisées

en pratique clinique. Sept sont issues d’une nasofibroscopie de I’EE et treize I’ESSI.
La corrélation intra-évaluateur est parfaite (k = 1, p = 0) au niveau de la sus-glotte.

La corrélation intra-évaluateur est modérée a forte aux niveaux de I’oropharynx et de la base

de langue (respectivement k = 0,64, p < 0,001 et k = 0,49, p < 0,001).

La corrélation intra-évaluateur semble trés faible a faible aux niveaux du cavum et du

vélopharynx, bien gue les résultats ne soient pas ici statistiguement significatifs.

Les tableaux de contingences sont représentés dans rannexe 6. La figure 13 Ci-dessous résume

les résultats analysés, sur les cing sites anatomiques.
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Figure 13 - Coefficients Kappa de Cohen intra-juge de la classification de Chan évaluée en
pratique clinique versus en relecture vidéo, par le méme évaluateur
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3 Discussion

L’objectif principal de I’étude est l1a mesure de la corrélation entre I’examen clinique des
VADS et ’ESSI. Cette premiére analyse intermédiaire retrouve une corrélation modérée a forte
a un seul niveau anatomique : la base de langue. En d’autres termes, 1’évaluation de
I’obstruction au niveau rétro-basilingual par le clinicien n’était que peu modifiée lors de I’ESSI.
A contrario, la corrélation au niveau du carrefour vélo-pharyngé semble quasi-inexistante,
c’est-a-dire que les observations cliniques a ce niveau ne présagent en rien de ce qui sera
constaté lors de I’ESSI. Les trois autres sites anatomiques présentent des niveaux de corrélation
tres faible a faible dans cette analyse intermédiaire, il sera donc d’autant plus intéressant de se
pencher sur leur niveau de corrélation une fois 1’étude terminée, avec donc de plus grands
effectifs. De facon assez prévisible, les classifications de Chan sont globalement plus élevées

lors des ESSI que lors des EE.

L’objectif secondaire de mesure de comparabilité inter-évaluateurs retrouve des
corrélations modérées a fortes dans 1I’ensemble, sauf pour le niveau du carrefour vélopharyngé.
Ce constat est tres vrai pour les niveaux oropharyngés et base de langue, mais il est plus nuancé
pour le cavum et la sus-glotte sur lesquels un évaluateur est décorrélé des trois autres a chaque

fois. Il ne s’agit pas du méme dans les deux cas.

L’objectif secondaire de mesure de comparabilité intra-évaluateur retrouve des
corrélations modérées a parfaite pour les niveaux oropharynges, bases de langue, et sus-
glottique. Pour le cavum et le carrefour vélo-pharyngé, les résultats ne sont pas significatifs

mais il semble que la reproductibilité intra-évaluateur soit beaucoup plus faible.

La littérature scientifique offre trois articles dont 1’objectif principal est la comparaison des

observations cliniques a des observations d’ESSI, en population pédiatrique. Deux d’entre eux
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se concentrent sur le site oropharyngé, et un sur le cavum. Lam et al. [39] retrouve une
corrélation modeérée a forte pour les trés petites et trés grosses amygdales, entre 1’observation
clinique et I’ESSI. La corrélation était plus modérée pour les amygdales de taille intermédiaire.
Miller et al. [41] retrouve une corrélation modérée pour I’évaluation des amygdales entre
observation clinique (score de Brodsky) et ESSI (score de Chan). Ainsi, I’auteur note une
augmentation de 1 point du score de Brodsky pour une augmentation de 0,7 du score de Chan
au niveau oropharyngé. Zalzal et al. [40] retrouve une tres forte corrélation de 1’évaluation des
végetations adénoides entre la consultation (au miroir indirect nasopharyngé) et I’ESSI. Lee et
al. [48] a comparé les capacités de 1’examen clinique a détecter une obstruction rétro-
basilinguale par rapport a I’ESSI dans une population pédiatrique tres particuliére : 35 enfants
présentant une séquence de Pierre Robin. 1l note une sensibilité de 50% et spécificité de 86,7%
de I’examen clinique par rapport a I’ESSI, en considérant cette derniére comme la référence
pour la détection de I’obstacle rétro-basilingual. En d’autres termes, il note une corrélation
moyenne entre examen clinique et ESSI au niveau de la base de langue, dans une population
tres particuliére. En resituant notre étude dans ce contexte scientifique, on retient d’abord que
celle-ci est trés complémentaire mais peu comparable a la littérature en raison d’une différence
méthodologique fondamentale : 1’élément comparé. Nous avons choisi de comparer un score
de Chan a lui-méme, tandis que les articles cités ci-dessus comparent un élément clinique (score
de Brodsky par exemple) au score de Chan en ESSI. La corrélation entre évaluation clinique et
ESSI du site oropharyngé semble Iégérement plus importante dans les études de Lam et al. et
de Miller et al. que dans notre étude. Plus contradictoire, 1’étude de Zalzal et al. retrouve une
corrélation quasi-parfaite entre 1’évaluation clinique des végétations adénoides et 1’évaluation

ESSI de celle-ci, alors que nous retrouvons une corrélation faible pour cette comparaison.

Pour ce qui est de la comparabilité inter-évaluateurs de I’ESSI pédiatrique dans la

littérature, on retrouve 1’étude de Fishman et al. [43] qui en a fait son objectif principal. Les
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corrélations entre quatre évaluateurs étaient modérées a fortes pour le cavum et la sus-glotte
(coefficient kappa respectivement de 0,6 et 0,5). La correélation inter-évaluateurs était tres faible
a faible au niveau des autres sites anatomiques. Dans notre étude, on retrouve globalement une
plus grande reproductibilité inter-évaluateurs, a part au niveau du carrefour vélo-pharyngé ou

on retrouve egalement cette mauvaise reproductibilité inter-évaluateurs.

Enfin, on ne retrouve pas de littérature évaluant la comparabilité intra-évaluateurs de la

classification ESSI chez I’enfant.

On peut noter plusieurs forces a notre étude. D’abord, il s’agit de la premiére comparant une
classification a elle-méme (Chan clinique versus Chan ESSI), cela facilite la comparaison, et
renforce donc la validité interne. C’est aussi la premiére étude qui étudie plusieurs niveaux
anatomiques en méme temps, comme cela se fait en pratique clinique. Par ailleurs, le mode de
recrutement (prospectif, systématique, conseécutif, et multicentrique) permet d’avoir une
population étudiée comparable a celle qui bénéficie d’ESSI pour SAHOS de I’enfant (age
moyen de 6,6 ans, bonne répartition des sexes, proportion importante de SAHOS de type 3), ce

qui renforce la validité externe.

Concernant les faiblesses de notre étude, notons d’abord que le caractére multicentrique est a
pondérer par le fait que les deux centres se situent dans la méme ville. De plus, aucun enfant
présentant un SAHOS de type 2 n’est représenté dans cette analyse intermédiaire, alors qu’il
s’agit de candidats a I’ESSI. Par ailleurs, en choisissant d’utiliser la classification de Chan, on
s’expose a ses propres limites, notamment I’absence de prise en compte de certaines situations
non exceptionnelles, comme la bascule postérieure de I’épiglotte. Certains relecteurs pourraient
choisir de répertorier cette situation dans un des niveaux anatomiques de la classification de

Chan, alors que d’autres pourraient opter de ne pas faire transparaitre ce constat dans une
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classification qui ne le prévoit pas. Pour ce qui est de la comparabilité intra-évaluateur, une

limite réside dans le fait que 1’analyse se concentre sur un seul évaluateur.

Les portées d’une étude de comparaison entre examen clinique et ESSI sont nombreuses. A
I’extréme, si on mettait en évidence une corrélation parfaite entre I’examen clinique et I’ESSI,
alors cela remettrait en question 1’intérét de cette derniere, ce d’autant plus qu’elle occasionne
des cotts de soins et des risques anesthésiques. A ’autre extréme, si on mettait en évidence
I’absence totale de corrélation entre examen clinique et ESSI, alors cela remettrait en question
I’intérét de réaliser une nasofibroscopie en consultation, qui n’est pas toujours bien tolérée. En
pratique, la réalité qui jaillira de 1’étude finalisée sera probablement plus nuancée. Elle sera a
interpréter selon chaque site anatomique, et c¢’est 1’objectif projeté de 1’étude : apporter une
touche clinique aux recommandations d’indication d’ESSI. En I’occurrence, au décours de
cette analyse intermédiaire, deux niveaux anatomiques se démarquent dans deux sens

OpPPOSES :

Le niveau de la base de langue, ou I’on retrouve une corrélation forte entre examen clinique
et ESSI, avec une forte reproductibilité inter et intra évaluateurs. Cette tendance, si elle se
confirme, pourrait étre un contre-argument a la réalisation d’une ESSI chez 1’enfant lorsqu’un

doute unique existe a propos de ce niveau anatomique en fin de consultation.

Le niveau de vélopharyngé, ou il semble y avoir une trés mauvaise corrélation entre examen
clinique et ESSI, avec une tres mauvaise reproductibilité inter et intra évaluateurs. Cette
tendance, si elle se confirme, pourrait pousser a une plus forte indication de I’ESSI en cas de
doute a propos de ce niveau anatomique en fin de consultation, avec relecture a plusieurs ORL

en cas de doute sur une indication chirurgicale.
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4 Conclusion

Cette analyse intermédiaire incite a la poursuite de 1’étude, d’abord pour confirmer les
tendances qui se dégagent aux niveaux de la base de langue et du vélo-pharynx, mais aussi pour
rechercher une éventuelle tendance qui se dégagerait avec un plus grand effectif aux autres
niveaux anatomiques. Les comparabilités inter et intra évaluateurs gagneront également en

pertinence avec de plus grands effectifs.
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1 ANNEXE 1 - Régles de codage d’une apnée et d’une
hypopnée obstructive, chez I’enfant, selon le manuel
AASM

Apnées : Chute des variations du signal de > 90% par rapport a la référence pré-événement
en utilisant un capteur thermique oronasal, sur une durée équivalente a au moins 2 cycles
respiratoires de la respiration de référence.

Obstructive si : Présence d’efforts respiratoires pendant toute la période d’absence de flux
aériens

Hypopnées : Chute des variations du signal de > 30% par rapport a la référence pré-
éveénement en utilisant un capteur de pression nasale, sur une durée équivalente a au moins 2
cycles respiratoires de la respiration de référence, et avec une désaturation > a 3% ou associé
a un micro-éveil

Obstructive si: au moins un des trois critéeres suivant est rempli: Ronflements ;
Accentuation du plateau inspiratoire de la pression nasale ou sur le signal de flux de I’appareil
de pression positive par rapport a la respiration de référence ; Aspect paradoxal des
mouvements thoraco-abdominaux qui se produit au cours de I’événement
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Exemple d’Apnée Obstructive de I’enfant, issue de I’article de P.Franco - Diagnostic du
syndrome d’apnée obstructive du sommeil chez I’enfant (2—18 ans) :
place de la polysomnographie et de la polygraphie ventilatoire - 2017

On note ici une chute des variations de signal du capteur thermique oronasal de plus de 90% par rapport a la référence
pré-enregistrement, associé a la persistance d’efforts respiratoires abdominaux, le tout sur une durée supérieure a la
durée de cycles respiratoires de la respiration de référence.

Par ailleurs, on note une désaturation suite a cette apnée. Si un enregistrement EEG était réalisé en paralléle, alors il
serait possible gue cet événement soit associé a un micro-éveil.
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2 ANNEXE 2 - Similitudes et différences du profil clinique
des SAHOS de type 1 et type 2

COMMON FEATURES AND DIFFERENCES IN THE
CLINICAL PRESENTATION OF PEDIATRIC OBSTRUCTIVE SLEEP
APNEA TYPES | AND I

Symptoms and Findings Similarly Frequent in OSA Types | and Il

Habitual snoring (at least 3 nights/wk)

Agitated sleep with frequent awakenings

Diaphoresis

Night terrors and nightmares

Bedwetting

Breathing pauses reported by parents

Nasal speech pattern and stuffy nose

Mouth breathing and limited nasal airflow

Frequent visits to primary care physician for respiratory-related symptoms
Retrognathia

Symptoms and Findings Relatively Specific to OSA Types | and Il

Symptom/Finding OSA Type I* OSA Type II*
Excessive daytime sleepiness + ++++
Weight gain - ++
Hyperactive behavior ++++ —or +
Attention problems ++++ +++
Truncal/visceral obesity —or + ++ +
Enlarged neck circumference —-or + +++
Enlarged tonsils/adenoids ++++ ++
Recurrent otitis media/tympanostomy ++4+ +
tube placement
Depression and low self-esteem + +++
Shyness and social withdrawal + +++
Left ventricular hypertrophy ++ +4++
Systemic hypertension/altered blood + ++++
pressure regulation
Insulin resistance - ++++
Serum lipid abnormalities + ++++
Elevated C-reactive protein ++ ++++
Elevated liver enzymes - ++

* — absent; + to ++++: infrequent to very frequent.

Tableau présenté dans |’étude de Capdevila et Al. (Pediatric Obstructive Sleep Apnea, 2008),
I’étude qui a proposé les 3 types de SAHOS.

Une comparaison de I’expression clinique du SAHOS selon qu’il soit de type un ou de type deux est proposée ici.
On note bien-sar des similitudes (partie haute), mais aussi des différences (partie basse).

Cette différence de phénotype clinique que 1’on retrouvera dans d’autres études
renforce I’intérét de cette classification en trois types de SAHOS.
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3 ANNEXE 3 - Classification de Chan

Obstructive Score
0 1 2 3

Adenoid

Velum

Lateral
pharyngeal
wall

Site of Obstruction

Tongue base

Supraglottis

Classification de Chan et Al., illustration issue de I'article fondateur de la classification :
A new scoring system for upper airway pediatric sleep endoscopy — D.Chan - JAMA otolaryngology--
head & neck surgery - 2014

Cing niveaux anatomiques sont observés dans cette classification.
De haut en bas : VVégétations adénoides ; Vélo-pharynx ; Oropharynx ; Base de langue ; Sus-glotte
Chaque niveau anatomique est classé de 0 (pas d’obstruction) a 3 (obstruction compléte).

Le sens de I’obstruction dépend du niveau anatomique.

Il est conseillé de se référer a chaque fois a la figure ci-dessus lorsqu’on classifie un patient,
notamment pour permettre une meilleure reproductibilité intra et inter évaluateur de la classification.
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4 ANNEXE 4 - Document de recueil de données,
renseigné par le clinicien O.R.L lors de la consultation

Annexes

Cavwm o O—1 O—O2 O3

Carrefour vélo-pharynge o [O1 O2 O3 vetam - - .
Murs oropharyngés lateraux Jo 0O1 DO2 O3
Basedelangue JO [O1 [O2 O3 s . E
Sus-glotte JO0 0O1 O2 O3 | lica,

-2

| DATE :
CLINCIEN :
CONSULTATION SOMMEIL ORL. rEpiaTRIQUE
[ Suspicion clinique de SAHOS
) ] Consultation ORL aprés confirmation diagnostic de SAHOS
e Motif:
[J SAHOS persistant malgré un traitement
[ Consultation Sommeil ORL systématique dans le cadre d'une co-morbidité
e SiSAHOSavéré: Type: 01 02 O3
IAH : [ [1,5-10]/heure [ > 10/heure
o o [J Surpoids/Obésité O Asthme [J Rhinite allergique
e Co-morbidité :
[ Trisomie 21 O Malformation cranio-faciale
[J Myopathie [J Maladie de surcharge
[ Autre :
e Anamneése:

[ Sensation d’obstruction nasal (ou constatée via la respiration buccale) | Autres éléments d’anamnése ?
[ Ronflements importants et systématiques

[J Apnées constatées par I'entourage

[ Enurésie secondaire

[0 Hyperextension cervicale nocturne (ou position assise nocturne)
[J Sueurs nocturnes

[J Céphalées matinales

[ Siestes excessives pour I'dge

[ Somnolence diurne OU agitation et trouble de I'attention

e Examen physique :

[J Respiration buccale [ Faciés adénoidien [ Palais ogivale
[ Obstruction nasale [J Micrognathie ou Rétrognathie

Amygdales (srodsky) : (71 [J2 D©O3 O4
Végétations adénoides (cassano) :[J1 D2 O3 [O4

Obstractive Score

Classification de CHAN et Al : m . u

Sitect bstructon

Supraglotts

SlUIT] o
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5 ANNEXE 5 - Coefficients de corrélation inter-juges de
Spearman de la classification de Chan évaluée en vidéo

Relecteur A Relecteur B Coefficient de Spearman
Relecteur 2 0.207 [-0.045 — 0.435], P=0.107
Relecteur 1 Relecteur 3 0.595 [0.405 — 0.735], P < 0.001
Relecteur 4 0.725 [0.581 - 0.825], P < 0.001
Relecteur 2 Relecteur 3 0.253 [0.004 — 0.473], P = 0.047
Relecteur 4 0.205 [-0.047 - 0.432], P=0.110
Relecteur 3 Relecteur 4 0.741 [0.603 — 0.836], P < 0.001
Relecteur A Relecteur B Coefficient de Spearman
Relecteur 2 0.256 [0.007 — 0.476], P = 0.044
Relecteur 1 Relecteur 3 0.213 [-0.038 — 0.44], P = 0.096
Relecteur 4 0.102 [-0.154 - 0.345], P=0.436
Relecteur 2 Relecteur 3 0.533 [0.327 - 0.691], P < 0.001
Relecteur 4 0.525 [0.314 - 0.686], P < 0.001
Relecteur 3 Relecteur 4 0.224 [-0.029 - 0.451], P=0.082
Relecteur A Relecteur B Coefficient de Spearman
Relecteur 2 0.667 [0.500-0.786], P < 0.001
Relecteur 1 Relecteur 3 0.655 [0.485 —0.778], P < 0.001
Relecteur 4 0.685 [0.526—0.798], P < 0.001
Relecteur 2 Relecteur 3 0.825 [0.724-0.891], P < 0.001
Relecteur 4 0.731[0.588-0.829], P<0.001
Relecteur 3 Relecteur 4 0.717 [0.569 - 0.820], P < 0.001

Base de langue

Relecteur A Relecteur B Coefficient de Spearman
Relecteur 2 0.675 [0.512 — 0.792], P < 0.001
Relecteur 1 Relecteur 3 0.575 [0.380 —0.721], P < 0.001
Relecteur 4 0.541 [0.337 - 0.697], P < 0.001
Relecteur 2 Relecteur 3 0.782 [0.662 — 0.864], P < 0.001
Relecteur 4 0.717 [0.570—0.820], P < 0.001
Relecteur 3 Relecteur 4 0.759 [0.629 — 0.848], P < 0.001
Sus glotte
Relecteur A Relecteur B Coefficient de Spearman
Relecteur 2 0.286 [0.039—0.500], P =0.024
Relecteur 1 Relecteur 3 0.206 [-0.046 —0.433], P =0.108
Relecteur 4 0.283 [0.036—0.498], P=0.026
Relecteur 2 Relecteur 3 0.590 [0.399 - 0.732], P< 0.001
Relecteur 4 0.634 [0.456— 0.763], P < 0.001
Relecteur 3 Relecteur 4 0.511 [0.300 - 0.675], P < 0.001
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6 ANNEXE 6 - Tableaux de contingences intra-juge de la
classification de Chan, en pratique versus vidéo

Score de Chan RELECTURE VIDEO
0 2 3
Score de Chan 0 0 1 0 2
PRATIQUE 1 1 1 2 3
CLINIQUE 2 0 0 5 3
3 0 0 1 1

Kappa pondéré de Cohen =0.127 [-0.058 —0.312], P = 0.180
Vélopharynx
Score de Chan RELECTURE VIDEO

1 2 3

Score de Chan 0 2 4 1 0
PRATIQUE 1 1 2 2 2
CLINIQUE 2 0 3 2 1

3 0 0 0 0

Kappa pondéré de Cohen =0.154 [-0.103 - 0.412], P = 0.242

Score de Chan RELECTURE VIDEO
0 1 2 3
Score de Chan 0 4 2 0 1
PRATIQUE 1 0 4 2 0
CLINIQUE 2 0 0 2 1
3 0 0 1 3

Kappa pondéré de Cohen = 0.643 [0.395 — 0.891], P < 0.001

Base de langue
Score de Chan RELECTURE VIDEO

0 1 2 3

Score de Chan 0 3 2 1 0
PRATIQUE 1 1 2 5 0
CLINIQUE 2 0 0 2 1

3 0 0 1 2

Kappa pondéré de Cohen = 0.489 [0.250 — 0.729], P < 0.001

Score de Chan RELECTURE VIDEO
0 1 2 3
Score de Chan 0 6 11 0 0
PRATIQUE 1 0 0 0 0
CLINIQUE 2 0 0 3 0
3 0 0 0 0

Kappa pondéré de Cohen = 1.000 [1.000 — 1.000], P = 0.000
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Résumeé : Le SAHOS de I’enfant présente une prévalence de 1 a 4%, avec pic d’incidence entre 3 et 6
ans. De nombreuses conséquences néfastes a court, moyen et long terme sont déja bien documentées. On
classe le SAHOS de I’enfant en 3 types, avec pour chacun leurs problématiques diagnostiques et
thérapeutiques. Le premier role de I’ORL est de réaliser un bilan anatomique afin de cibler au mieux la
prise en charge. C’est dans ce sens que I’ESSI apparait comme un complément de 1’examen clinique.
Depuis 10 ans, I’engouement autour de cet examen se constate aussi bien en pratique clinique que dans la
littérature scientifique. Cependant, I’apport concret de cet examen au bilan anatomique reste a démontrer.
En effet, la bibliographie n’offre que trés peu de comparaisons entre examen clinique et ESSI en
population pédiatrique. C’est fort de ces constats que nous entreprenons un essai clinique visant a comparer
les constats de nasofibroscopie en consultation a ceux en ESSI, dont nous présentons ici I’analyse
intermédiaire. 11 s’agit aussi de I’occasion d’évaluer deux performances de cet examen diagnostic : la
reproductibilité inter et intra évaluateur.

Matériel et Méthodes : Dans cette étude diagnostique, prospective, multicentrique, la classification
de Chan a été réalisée a deux reprises pour chaque enfant présentant une indication d’ESSI : lors de la
consultation et lors de ’ESSI. La corrélation entre ces deux classifications est calculée via le Kappa de
Cohen, cette méme formule statistique est utilisée pour la comparabilité intra-évaluateur. La comparabilité
inter-évaluateur est calculé grace au coefficient de corrélation de Spearman.

Résultats : La corrélation entre examen clinique et ESSI est forte au niveau de la base de langue, et
tres faible au niveau vélopharyngé. La reproductibilité inter évaluateurs est globalement forte, sauf au
niveau vélopharyngé. La reproductibilité intra évaluateur est bonne aux niveaux oropharyngé, basilingual
et sus-glottique, elle 1’est beaucoup moins aux niveaux du cavum et du vélopharynx.
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