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RESUME

Introduction : L’ Algie vasculaire de la face (AVF) est une pathologie rare et trés invalidante. Dans sa forme
chronique et réfractaire lorsque I’AVF est pharmacorésistante la stimulation des nerfs grands occipitaux est
une thérapeutique efficace comme I’ont montré des études avec petits effectifs sur une période limitée.
Notre objectif est d’évaluer 1’efficacité de cette technique a long terme ainsi que d’établir des facteurs
prédictifs de réponse a la stimulation.

Méthodes : Nous avons analysé 105 patients implantés au niveau des nerfs grands occipitaux pour une algie
vasculaire de le face chronique réfractaire. Les patients analysés étaient implantés durant la période allant
de 2012 a 2015. Le critére de jugement principal était la réduction de la fréquence des crises >50% sur la
semaine précédant le dernier suivi. Les critéres de jugements secondaires étaient la détermination de facteurs
prédictifs de réponse a la stimulation des nerfs grands occipitaux (estimée par la réduction > 30 % de la
fréquence des crises), la durée des crises, la sévérité, la mesure de la qualité de vie et de ’impact sur
I’humeur ; la réduction du traitement médicamenteux, ainsi que les effets secondaires.

Résultats : Sur 105 patients inclus 73 patients étaient analysés de maniére prospective en ouvert, 51 hommes
(70%), 22 femmes (30%), I’age moyen était de 44,6 ans (25-72), le suivi moyen était de 43,8 mois (16,4 -
105,6). Au suivi final, 69 % des patients présentaient une réduction > 50% de la fréquence des crises ; 36%
des patients avaient réduit leur traitement prophylactique, la fréquence des attaques par semaine était réduite
de 22 (+/-23) a 6 (+/-12) (p<0,001). L’impact sur la qualité de vie, la productivité et I’humeur (HAD A,
MIDAS, EQ5D) étaient significativement améliorés. Le taux de satisfaction des patients était de 61 % (score
PGIC).

Les facteurs prédictifs significatifs de réponse a la stimulation étaient le sexe féminin, le caractére unilatéral
des crises et un score HAD Dépression bas. Le taux d’effets indésirables concernait 59% des intervention
et aucun n’était grave.

Conclusion : A long terme la stimulation des nerfs grands occipitaux apparait comme une technique efficace
et sure pour les patients présentant une algie vasculaire de la face chronique réfractaire. Les facteurs
prédictifs de bonne réponse au traitement étaient le sexe féminin, le caractére unilatéral des crises et

I’absence d’état dépressif (score HAD D).

Mots clés : Algie vasculaire de la face, Neurostimulation, Nerf grand occipital.
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INTRODUCTION

L’algie vasculaire de la face (AVF) est la plus douloureuse et la plus fréquente des céphalées trigémino
autonomiques. Les crises douloureuses sont dans la majeure partie des cas unilatérales et s’accompagnent
de signes dysautonomiques ipsilatéraux. Environ 20 % des patients ayant cette maladie développent une
forme chronique qui est fréquemment pharmacorésistante, avec un impact majeur sur la qualité de vie du
patient.

La stimulation des nerfs grands occipitaux est une technique chirurgicale peu invasive qui a été initialement
utilisée pour traiter la névralgie d’Arnold et la migraine réfractaire. Cette technique est utilisée de puis 2007
pour le traitement de 1’algie vasculaire de la face (12), mais il existe peu d’études prospectives et le nombre
de patients est limité du fait du caractére rare de cette pathologie.

Notre objectif était d’évaluer de maniére prospective ’efficacité a long terme (suivi supérieur a 3 ans) de
cette technique chirurgicale chez des patients atteints d’AVF chronique réfractaire ainsi que d’estimer des

facteurs prédictifs de réponse et de non réponse a ce traitement chirurgical.

1) DESCRIPTION CLINIQUE ET DIAGNOSTIC

Les critéres diagnostiques de I’ AVF selon la classification de I’ International Headache Society sont indiqués
dans le tableau I.

La forme épisodique est caractérisée par la survenue d’au moins deux périodes de crises durant de 7 jours
a 1 an, séparées par des remissions d’au moins 14 jours. Habituellement, ces périodes durent de 2 semaines
a 3 mois. Dans I’algie vasculaire chronique, les crises surviennent pendant plus de 1 an, sans rémission ou
avec des rémissions durant moins de 14 jours.

Que cela soit dans la forme typique, épisodique ou chronique, ou dans les formes plus rares, le diagnostic
positif de I'AVF est exclusivement clinique reposant sur l'existence des critéres diagnostiques de la
Classification internationale des céphalées (1). Néanmoins, il a ¢été proposé dans les récentes
recommandations de la SFEMC de réaliser une IRM cérébrale, du fait de la rareté de cette céphalée primaire
et I'existence de céphalées secondaires s'exprimant par une sémiologie ressemblant a celle de I'AVF (13).
En fonction du contexte clinique, notamment lors des premicres crises, I'IRM cérébrale pourra étre
complétée par des coupes centrées sur I'hypophyse et par une angiographie cérébrale et cervicale par

résonance magnétique ou angioscanner.
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1.1) DOULEUR

Elle est strictement unilatérale, la douleur siége dans la majorité des cas dans la région orbitaire ou
périorbitaire. Elle y est soit localisée, soit elle irradie le plus souvent de fagon homolatérale vers le front, la
tempe, la pommette, la joue, la gencive supérieure. Plus rarement, elle s’entend aussi a la gencive inferieure,
au palais, a la machoire inferieure, a la narine, touchant ainsi toute I’hémiface, ou encore a ’oreille, a tout
’hémi-crane, & la nuque, voire & I’épaule du méme coté. Chez la grande majorité des patients, cette douleur
strictement unilatérale touche toujours le méme coté. Dans 15 % des cas cependant, elle peut changer de
coté d’un épisode a l’autre ou, plus rarement, au cours du méme épisode. Il s’agit d’une douleur
extrémement sévere, continue, décrite comme une brilure, une sensation de déchirement, d’écrasement,
comme un couteau que 1’on enfonce et que I’on tourne, ou comme un fer rouge qui brule 1’ceil. Plus rarement,
elle est pulsatile, avec parfois des paroxysmes brefs de 1 a 2 secondes. Il n’existe habituellement aucun
prodrome, la douleur débute rapidement et atteint son paroxysme en quelques minutes ; et dure entre 15 et
180 minutes, la médiane se situant autour de 90 minutes. Elle diminue ensuite rapidement pour disparaitre
en quelques minutes. Parfois, beaucoup plus rarement que dans la migraine, la douleur est annoncée par une
sensation de faim, une vague géne oculaire, une briillure ou une congestion nasale. Dans la plupart des cas,
les patients ne souffrent pas entre les crises. Chez certains d’entre eux cependant, persiste entre elles une
vague géne douloureuse ou une sensation de pression dans la région orbitaire du méme coté que les crises.
Le diagnostic est uniquement clinique et repose sur les critéres de la classification internationale des

céphalées dans sa troisiéme version. (1)
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Tableau 1 : Critéres généraux de ’AVF (code IHS 3.1) :

A. Au moins 5 crises réunissant les critéres B a D.

B. Douleur unilatérales sévére a trés sévere, orbitaire, supra orbitaire et ou temporale durant 15 & 180

minutes sans traitement.

C. La céphalée est associée a au moins un des signes suivants :

1.  Au moins un des signes ou symptdmes suivant survenant du méme coté de la douleur :

a)
b)
c)
d)
e)
f)
g)

Injection conjonctivale et / ou larmoiement,
Congestion nasale et / ou rhinorrhée,
(Edéme palpébral

Sudation du front et de la face

Rougeur du front et de la face

Sensation de plénitude de I’oreille

Myosis et / ou ptosis

2. Sensation d’impatience ou agitation motrice.

D. La fréquence des crises varie de 1 crise un jour sur deux a 8 crises par jour pendant plus de I moiti¢

des périodes actives de la maladie.

E. Ne correspondant pas mieux a un autre diagnostic de I'ICHD-3. Critéres des formes épisodiques et

chroniques de I’AVF et survenant par périodes.

AVF ¢épisodique (code 3.1.1) : Crises répondant aux critéres 3.1 de ’AVF et survenant par périodes.

Au moins deux périodes durant de 7 jours a 1 an (sans traitement) et séparées par une rémission durant

> 1 mois.

AVF chronique (code 3.1.2) : Crises répondant aux critéres 3.1 de I’AVF. Survenant sans rémission ou

avec rémissions durant < 1 mois pendant au moins un an.
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1.2) SYMPTOMES ASSOCIES A LA DOULEUR

Durant les crises, les symptdmes traduisant une dysfonction du systéme nerveux autonome sont quasi
constants et seulement 3 % des patients ne les ont pas. Ils sont situés dans la majorité des cas du coté de la
douleur. Le larmoiement est le signe le plus fréquent, rapporté dans environ 90 % des cas. Une rhinorrhée,
un ptosis et/ou un myosis, une injection conjonctivale, une congestion nasale sont observés dans trois quarts
des cas. Il peut y avoir d’autres symptomes d’accompagnement mais ils sont plus rares : nausées,
vomissements, phono photophobie, hypersudation ou rougeur de I’hémiface, hyperesthésie dans le territoire
de la douleur. Durant la crise, le comportement (du fait du caractére atroce des douleurs) le patient présente
généralement une agitation, est souvent dans 1’incapacité totale de réaliser une quelconque action, et peut

avoir des idées suicidaires.

1.3) FACTEURS FAVORISANTS

L’alcool, méme en faible quantité, est un facteur déclenchant des crises durant les acces, mais pas durant
les phases de rémission. Les traumatismes craniofaciaux, 1’artériographie cérébrale, la désaturation
survenant lors du sommeil paradoxal chez les patients présentant un syndrome d’apnée du sommeil, la
nitroglycérine et par extension les dérivés nitrés, I’histamine et les vasodilatateurs ont été décrits comme
facteurs favorisants. Chez les femmes, contrairement a ce qui est observé dans la migraine, il n’y a pas de
corrélation entre I’évolution de I’AVF et la puberté, les régles, la contraception orale, la ménopause et son

traitement hormonal substitutif. Des cas de rémission ont été décrits durant la grossesse (35).
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2) PHYSIOPATHOLOGIE

Les trois aspects majeurs de la physiopathologie de I’AVF sont 1) la distribution de la douleur dans

le territoire du nerf trijumeau, 2) la présence de signes d’atteinte du systéme nerveux autonome, et surtout
3) la périodicité caractéristique des crises (Figure 1). La crise douloureuse est liée a une activation du
systeme trigéminovasculaire, qui innerve la dure-meére et les vaisseaux craniens (24). La douleur est
véhiculée dans les fibres de la premiére branche du nerf trijumeau, qui font synapse au niveau du noyau
trigéminé inferieur, et se projettent vers le thalamus puis vers les aires corticales (25). Il existe une activation
reflexe des fibres efférentes parasympathiques via le nerf facial, avec un relais au niveau du ganglion
sphénopalatin, qui agit par un systéme de rétrocontrdle positif et augmente la vasodilatation et 1’irritation
des terminaisons du trijumeau. Cette activation autonomique est responsable du larmoiement, de I’injection
conjonctivale et de la congestion nasale. Il s’y associe une atteinte sympathique liée a la dilatation
carotidienne, responsable du syndrome de Claude Bernard-Horner partiel.
Durant la crise, il y a une élévation du calcitonine gene-related peptide (CGRP), neurotransmetteur des
fibres trigéminales au niveau de la dure-meére et des gros vaisseaux, et du vasoactive intestinal polypeptide
(VIP), neurotransmetteur des fibres postganglionnaires parasympathiques au niveau des glandes lacrymales
et de la muqueuse nasale. Le déclenchement de la crise serait lié a un générateur central situé dans la
substance grise postérieure de 1’hypothalamus. En faveur de cette théorie centrale de I’AVF, on retient
d’abord la survenue cyclique des crises ; I’hypothalamus et notamment les noyaux suprachiasmatiques sont
sous I’influence des stimulations lumineuses via une voie rétinohypothalamique, et ont pour fonction de
synchroniser le rythme circadien endogene. Un certain nombre d’anomalies biochimiques retrouvées chez
les patients souffrant d’AVF sont en faveur d’un dysfonctionnement hypothalamique : diminution de la
testostéronémie chez les hommes en période active d’AVF (28), augmentation du pic matinal de
cortisolémie qui persiste durant la phase de rémission, ce qui témoigne d’une activation de 1’axe
hypothalamo-hypophyso-surrénalien qui n’est pas simplement secondaire a la douleur (29, 30), anomalie
de la réponse au test a la thyrotropine releasing hormone (TRH) avec élévation faible de la concentration
de thyréostimuline (TSH). La mélatonine produite par la glande pinéale a un taux de sécrétion dont le
rythme circadien est régulé par le noyau supra-chiasmatique. Le pic nocturne classique de mélatonine est
diminué et ce pic est décalé au cours de la nuit au cours du cycle de I'AVF (26). Malgré cela, les rares essais
de traitement de I'AVF par la mélatonine n'ont pas donné de résultats trés démonstratifs (27).

Des arguments directs en faveur de I’implication de I’hypothalamus dans la physiopathologie de
I’AVF ont été apportés par les nouvelles techniques d’imagerie. Les études récentes en tomographie par
émission de positons réalisées au cours de crises déclenchées par I'administration d'un dérivé nitré ont

permis de démontrer une hyperactivité du noyau postéro-inférieur de I'hypothalamus qui est ipsilatérale a la
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crise (31). Cette méme technique a également mis en évidence au cours de la crise d'AVF une activation
d'autres zones, dont [l'activation a ¢été décrite dans d'autres situations doulourcuses : thalamus
ventropostérieur controlatéral, cortex cingulaire antérieur, ganglions de la base ipsilatéraux, lobe frontal
antérieur droit, et régions insulaires (32). L'étude en morphométrie basée sur le voxel démontre une
augmentation bilatérale de volume de la partie inféro-postérieure de I'hypothalamus, mais qui prédomine du
coté de I'hémiface affectée par les crises douloureuses (33). Cependant, il a été suggéré que 1'hypothalamus
postérieur pourrait peut-étre plus agir comme un modulateur de la douleur que comme un véritable
générateur. Les progres récents de 1'imagerie fonctionnelle, et en particulier les études de connectivité,
pourront aider les chercheurs dans une compréhension meilleure de la physiopathologie de I'AVF, en

permettant d'établir plus clairement les roles respectifs de I'hypothalamus et du tronc cérébral.



FIGURE 1 : PHYSIOPATHOLOGIE DE L’ALGIE VASCULAIRE DE LA FACE
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La douleur est véhiculée dans les fibres de la premiére branche du nerf trijumeau (NV, en bleu) qui font synapse au

niveau du noyau trigéminé inferieur, et se projettent vers le thalamus puis vers les aires corticales (en bleu).

Il existe soit un effet direct de 1’hypothalamus soit une activation reflexe au niveau des fibres efférentes

parasympathiques (SSN, en vert) via le nerf facial, avec un relais au niveau du ganglion sphénopalatin, qui agit par un

systéme de rétrocontréle positif et augmente la vasodilatation et I’irritation des terminaisons du nerf trijumeau. Cette

activation autonomique est responsable du larmoiement, de I’injection conjonctivale et de la congestion nasale. 11 s’y

associe une atteinte sympathique (en rouge) liée a la dilatation carotidienne, responsable du syndrome de Claude
Bernard-Horner partiel. La substance grise de ’hypothalamus postérieur est le générateur central des douleurs, lui
méme modulé par un changement de phase au niveau du noyau suprachiasmatique.

HT=Hypothalamus.

ICA= Artére Carotide Interne.
NV=Nerf Trijumeau.

TNC= Complexe Trigémino-Cervical
PPT= Ganglion Sphénopalatin.
SCG= Ganglion Cervical Supérieur.
SN= Noyau Suprachiasmatique.

SSN= Noyau Salivaire supérieur.
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3) EPIDEMIOLOGIE

Comparé a la migraine I’AVF est beaucoup moins fréquente. La prévalence de I’AVF est estimée a 124
pour 100 000 (0,12%) pour les adultes quelque soit I’age et le sexe, I’incidence difficile a déterminer est
estimée a 53 pour 100 000. Le sexe ratio Homme / Femme étant de 4.3, est encore plus important lorsqu’il
s’agit d’AVF chronique (15.0) comparé a ’AVF ¢épisodique (3.8). La prédominance masculine serait en
diminution par le fait que d’une part il aurait une meilleure reconnaissance de I’AVF chez les femmes et
d’autre part par I’augmentation de la consommation de facteurs favorisants comme le tabagisme, I’alcool et
les drogues illicites (cannabis, cocaine) (3) (4). Le ratio AVF épisodique vs chronique est de 6.0. (2) La
consommation de tabac et AVF a clairement été établie dans plusieurs études, que ce tabagisme soit actif,
en cours ou stoppé et méme passif. (5), (6). Une relation entre traumatisme cranien et AVF a été évoquée
(7) mais certaines études n’ont pas confirmé cette relation (8). Les données récentes de la littérature ont
mis en évidence une composante héréditaire de I’AVF considérée jusqu'a récemment comme purement
sporadique. (9) La fréquence des formes familiales est évaluée a 10% et le risque de développer une AVF
est multiplié par 14 pour les apparentés au premier degré et le risque chez les apparentés au second degré
est multiplié par 2. La transmission autosomique dominante a été évoquée et cette hypothese est renforcée
par le fait qu’il existe une proportion plus importante de femmes dans le cas d’AVF familiales. (10) (11)
Le caractére chronique concerne 20% des formes cliniques de cette affection (14). Ces formes chroniques
s’averent fréquemment pharmaco-résistantes (15), avec un retentissement majeur dans la vie quotidienne.
En effet, ces patients présentent un niveau d’intensité douloureuse pouvant étre quasiment suicidaire (16),
entrainant une importante altération de leur qualité de vie (14), tout en étant exposés & un fort risque
iatrogeéne lié a [’utilisation de posologies quotidiennes excessives de traitement de crise comme le
sumatriptan sous-cutané (au-dela de 12 mg) ou de traitement prophylactique comme le vérapamil (au-dela
de 720 mg) (17, 18).

Chez les hommes, I'AVF débute dans 75 % des cas avant 40 ans (35). Chez la femme, I’AVF débute avec
deux pics de fréquence : un premier vers 1’age de 25-30 ans et un second apres 1'age de 50 ans (37, 38).
Malgré une grande prédominance chez 1’adulte jeune I’AVF existe aussi chez I’enfant et la personne agée
bien que cela soit rare et le diagnostic d’AVF doit étre fait a ces ages extrémes de la vie avec une grande
vigilance diagnostique, afin d'écarter une céphalée secondaire.

Dans I'AVF épisodique, les périodes douloureuses durent globalement de 6 a 12 semaines et surviennent
une fois a deux fois par an. Les périodes douloureuses surviennent généralement a la fin du printemps et a
la fin de l'automne, cette périodicité circannuelle étant probablement liée des variations de luminosité
ambiante influengant le fonctionnement hypothalamique. La forme chronique peut survenir d'emblée ou

secondairement a une forme épisodique et ces deux formes cliniques peuvent alterner chez un méme sujet
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a différents moments de sa vie. Apres 50 ans les patients souffrant d'AVF présentent souvent une accalmie
évolutive. Néanmoins, méme apres une rémission de plusieurs années, il n'est pas possible de considérer le

patient comme « guéri », une nouvelle période douloureuse pouvant apparaitre.

4) TRAITEMENTS MEDICAMENTEUX

Le traitement médicamenteux se divise en deux stratégies : le traitement de crise et le traitement de fond.

4.1) TRAITEMENT DE CRISE

Il existe deux traitements pharmacologiques de la crise : le sumatriptan et I’oxygénothérapie (59).

4.1.1) LE SUMATRIPTAN

Cette molécule a révolutionné la prise en charge de la crise de ’AVF. Le patient réalise une injection sous
cutanée en début de crise. Environ 75 % des patients utilisant ce traitement obtiennent un soulagement total
en moins de 20 minutes (56,57). La dose maximum est de deux injections par jour (24h) avec une heure
minimum d’intervalle entre chaque injection. La tolérance est bonne mais il a toutefois été rapporté des
effets indésirables comme douleurs au point d’injection associé¢ ou non avec des réactions locales ; sensation
d’oppression thoracique ou laryngée. Les contre indications sont : un age supérieur a 18 ans et inférieur a
65 ans, maladies cardiovasculaires (Pathologie vasculaire périphérique, ischémique, infarctus du myocarde,
accident vasculaire cérébral, hypertension artérielle modérée ou sévere), allergies aux sulfamides. Certaines

associations médicamenteuses sont contre indiquées : méthylsergide, IMAO.

4.1.2) L’OXYGENOTHERAPIE

Les recommandations actuelles sont de 12 & 15 litres par minutes pendant 15 a 20 minutes a 100%. Ce
traitement doit étre réalisé dés le début de crise. Il n’y a pas d’effets indésirables décrits, cependant la
lourdeur de I’appareillage peut rendre son utilisation difficile dans certaines situations.

L’oxygénothérapie peut étre associée au sumatriptan pour le traitement de crise généralement lorsque le

patient présente plus de deux crises par jour.
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4.1.3) STRATEGIES DU TRAITEMENT DE CRISE

Le choix du traitement de crise dépend du nombre de crises, des antécédents médicaux et du choix du
patient. Généralement si le patient a 2 crises par jour ou moins il est proposé d’utiliser le sumatriptan seul
ou I’oxygene seul ou ’association de ces deux traitements. Si le patient a plus de deux crises par jour il est

proposé soit 1’association de sumatriptan et oxygene soit oxygeéne seul.

4.2 ) TRAITEMENTS DE FOND

Le traitement de fond peut étre proposé autant dans les formes chroniques qu’épisodiques et a pour objectif
de diminuer la fréquence des crises ainsi que leur durée et leur intensité. Il est donc prescrit si la fréquence

des crises est importante, la période longue et ou une réponse au sumatriptan moins bonne (59).

4.2.1) LE VERAPAMIL

Il s’agit du traitement de premiére intention dans les formes épisodiques et chroniques méme si ce traitement
ne possede pas d’AMM. La posologie se fait initialement a partir de 240 mg par 24 heures avec une
augmentation de 120 mg tous les deux jours et ce jusqu’a atteindre la posologie maximale de 480 mg par
jour. Avant I’instauration du traitement il nécessaire de réaliser une surveillance électrocardiographique
ainsi qu’a chaque changement de pallier. Dans les formes chronique la posologie peut étre supérieure a 480
mg par jour le maximum recommandé étant de 960 mg par jour (18). Les effets secondaires sont peu
fréquents et sont: la constipation, cedémes des membres inférieurs, I’hypotension ou bloc auriculo
ventriculaire). Dans les formes épisodiques il n’y a pas d’indication a poursuivre le traitement de fond une

fois la période terminée, il faudra alors réaliser une décroissance progressive de 120 mg tous les 15 jours.

4.2.2) LE LITHIUM

Ce traitement est réservé uniquement pour le traitement des formes chroniques, la dose moyenne est de 750
mg par jour (entre 600 a 1200 mg). Il s’agit d’une prescription hors AMM et nécessite un bilan complet
(fonction rénale, calcémie, glycémie, ionogramme sanguin, NFS, dosage des hormones thyroidiennes et de
la TSH plasmatique ; ECG, ainsi qu’une contraception efficace) avant la mise en place du traitement.
L’efficacité se mesure en fonction de la clinique et de la lithémie (lithémie cible entre 0,6 et 0,9 mEq/I).

Les effets indésirables sont fréquents et limitent ['utilisation de ce traitement : tremblements, soif avec
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polyurie, nausées, diarrhées, manifestations cutanées, hypothyroidie avec goitre, troubles cognitifs. I peut

y avoir aussi une neurotoxicité pouvant survenir a des doses thérapeutiques.

5) INDICATIONS CHIRURGICALES

C’est pour ces patients souffrant d’AVF chronique et réfractaire que plusieurs traitements chirurgicaux ont
¢été proposés, justifiés par le caractére extrémement douloureux et invalidant de cette affection et notamment
la stimulation des nerfs occipitaux (13).

Les critéres cliniques de gravité des patients justifiant d’un traitement chirurgical ont été établi par un comité
d’experts pour la stimulation cérébrale profonde (19) : AVF selon les critéres de ’IHS (1) chronique depuis
plus de 2 ans , avec au moins une crise par jour, pharmaco-résistante (y compris au verapamil et au lithium),
stricte latéralit¢ des crises douloureuses, examen neurologique normal, absence de co-morbidité
psychiatrique. Ces critéres restent pertinents mais peuvent étre moins stricts pour des techniques moins

invasives, le caractére strictement unilatéral n’étant pas retenu pour la stimulation des nerfs occipitaux.
b

6) STIMULATION DES NERFS GRANDS OCCIPITAUX

Le nerf grand occipital est la branche sensitive de la 2° racine rachidienne cervicale qui assure I’innervation
sensitive de la partie postérieure du scalp et de la région occipito-cervicale. Ce nerf véhicule les afférences
sensitives de cette région jusqu’au complexe trigémino-cervical au sein duquel il existe d’importantes
convergences avec les afférences issues de la premicre branche du trijumeau qui assure 1’innervation
sensitive de I’hémiface supérieure, de la partie antérieure du scalp mais également 1’innervation extrinséque
de la vascularisation cérébrale. Ces convergences permettent d’envisager une possible modulation de
I’intégration centrale des afférences trigéminales par stimulation du nerf grand occipital. De nombreux
travaux expérimentaux (15-17) confirment la réalit¢ d’une telle modulation. Ainsi, la stimulation sous
cutanée du nerf grand occipital (ONS), peu invasive, a été envisagée comme un possible moyen
thérapeutique des céphalées primaires réfractaires alors qu’antérieurement elle n’était envisagée que pour

le traitement des névralgies occipitales (18).
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6.1) ANATOMIE DU NERF GRAND OCCIPITAL

Le Grand Nerf Occipital (Nervus Occipitalis Major), plus couramment appelé Nerf d’Arnold, est la branche
cutanée postérieure issue du deuxieme nerf rachidien soit C2 (Figure 2). Il est responsable de I’innervation
motrice des muscles de la nuque ainsi que de l’innervation sensitive du cuir chevelu dans sa partie
postérieure. Dans son trajet il traverse le foramen C1-C2 entre I’atlas et 1’axis via son ganglion. Puis il se

dirige vers la superficie de la téte aprés s’étre séparé de la branche antérieure de C2.

Il arpente un sinueux chemin en courbe a concavité antéro-externe a travers les muscles de la nuque via trois

portions et deux coudes :

* Dans la premiére portion : il est dirigé en bas, en dehors et en arriére pour passer au-dessus du
muscle oblique inférieur de la téte (muscle grand oblique).

e Il forme ensuite un premier coude en contournant le bord inférieur du muscle grand oblique.

* Dans la seconde portion : il se dirige en haut et en dedans entre les muscles semi-spinalis capitis
(SSC = grand complexus) et grand oblique, en croisant 1’angle postéro interne du triangle de Tillaux.

e Il chemine ainsi dans le panicule adipeux, en surface d’une structure épaisse, dense, adhérente,
appelée aponévrose épicranienne ou galéa, qui recouvre le muscle digastrique occipito- frontal.

C’est au niveau de cette partie que le nerf est stimulé.



FIGURE 2 : ANATOMIE DU NERF GRAND OCCIPITAL
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6.2) TECHNIQUE CHIRURGICALE

La stimulation des nerfs occipitaux (ONS) est une technique de neuromodulation basée sur la stimulation
électrique chronique des nerfs occipitaux a I’aide de 2 électrodes sous cutanées implantées en regard des
nerfs grands occipitaux et reliées a un neurostimulateur sous cutané.

De multiples variantes techniques ont été proposées, aucune n’ayant fait la preuve de sa supériorité sur les
autres en termes d’efficacité ou de complications. Le nerf grand occipital est stimulé dans sa portion sous
cutanée, au dessus de son émergence des aponévroses du semispinalis et du trapéze, dans un plan sus-
aponévrotique.

Classiquement il est utilisé soit une électrode chirurgicale électrode plate en forme de palette plate et large,
soit une ¢électrode percutanée dont la forme est cylindrique et fine (Annexe 3 figure 1) . Les électrodes sont
composées de fils revétus de polyuréthane inerte. Les points de contact métalliques le long du fil sont faits
d'iridium platine et peuvent étre programmeés pour fonctionner comme des anodes ou des cathodes pour
diriger le flux de courant adjacent a la structure stimulée.

Les électrodes percutanées sont insérées a travers une aiguille, tandis que les électrodes plates nécessitent
une dissection chirurgicale pour permettre leur insertion, ces deux types d’électrodes devant étre placées au
niveau sus aponévrotique. Les électrodes percutanées produisent un champ électrique circonférentiel autour
du conducteur, tandis que 1’¢lectrode chirurgicale est protégée d'un co6té, dirigeant tout le courant vers la
structure en question. (Figure 2A)

Les batteries implantées sont utilisées pour alimenter le systéme de stimulation (Figure 2B). Ce dispositif
est implanté au niveau sous cutané soit en position pectorale, glutéale ou abdominale. Des batteries
rechargeables et non rechargeables sont maintenant disponibles. La durée de vie de la batterie est de 2-5 ans
pour les batteries non rechargeables et plus proche de 10 ans pour les versions rechargeables.

Deux approches chirurgicales sont classiquement utilisées : une implantation soit médiane soit latérale a
I’aide d’électrodes chirurgicale (plate) ou percutanée. Pour I’insertion médiane une incision médiane en
regard et a deux centimétres en dessous de la protubérance occipitale externe (20, 21, 22, 23) est réalisée,
I’¢lectrode s’insére soit a I’aide d’une aiguille de Tuohy dans le cas d’une électrode percutanée, soit par
réalisation d’une petite logette au niveau sus aponévrotique dans le cas d’une électrode chirurgicale, les
électrodes sont ainsi insérées et dirigées latéralement et horizontalement. La deuxiéme technique consiste
en la réalisation d’une incision latérale en arriere de la mastoide, I’¢électrode est soit positionnée de maniére
chirurgicale soit percutanée, prenant une direction horizontale (Figure 2C, 2D)

Les complications de I’ONS sont mineures, la principale étant la migration des électrodes, due aux

mouvements cervicaux qui génerent des tractions sur les fils. Ce risque était élevé dans les séries pionnicres
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(25-100%) mais avoisine les 15% dans les grandes séries les plus récentes d’ONS. Le risque d’infection du
matériel est d’environ 3%. La plupart des patients développent un phénomene de tolérance a moyen et long
terme, qui oblige & augmenter I’intensité de stimulation pour continuer a percevoir le méme niveau de
paresthésies, ce qui induit une forte consommation électrique et un rythme de changement des stimulateurs
¢levé (voire a I’utilisation de stimulateurs rechargeables), aboutissant a un cout élevé de la technique.
L’ONS a été proposée depuis 2007 pour traiter I’AVF chronique réfractaire (46). Dans cette indication on
ne dispose que de séries ouvertes rapportant de 7 a 44 cas (60, 61, 62, 63). Dans ces études, ’ONS agit
comme un traitement prophylactique et son taux de succés (diminution de la fréquence des crises >50%) est
d’environ 70%, ce qui est remarquable chez ces patients réfractaires.

En dépit de ces limites, le caractére peu invasif de I’ONS fait que son indication est recommandée avant
celle d’autres techniques invasives de neuromodulation, comme la stimulation cérébrale profonde ou la
stimulation du ganglion sphéno-palatin, modifiant ainsi la stratégie thérapeutique face a un patient souffrant
d’AVF chronique pharmaco-résistante (27).

Certaines études suggerent que la stimulation doit étre d’emblée bilatérale, car elles ont démontré que dans

un tiers des cas des patients stimulés unilatéralement une AVF controlatérale se développait (54)
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FIGURE 3 : DISPOSITIFS DE STIMULATION DU NERF GRAND OCCIPITAL
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A : exemples de modeles d’¢lectrodes plates et percutanées B : exemples de modéle de batteries de stimulateurs, ici
rechargeables.

C : Schéma illustratif D: Exemple de radiographie post-opératoire montrant un
montrant le positionnement des électrodes positionnement satisfaisant des électrodes
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7) AUTRES TRAITEMENTS CHIRURGICAUX POUR L’ AVF REFRACTAIRE

7.1) STIMULATION CEREBRALE PROFONDE

La stimulation cérébrale profonde a été initialement développée pour traiter les douleurs chroniques
réfractaires, avant d’étre appliquée aux mouvements anormaux. La cible actuelle privilégiée pour traiter
I’AVF est la région retro-hypothalamique, initialement appelée hypothalamus postero-inférieur. La
justification de la stimulation cérébrale profonde de l'hypothalamus postéro-inférieur chez les patients
atteints d’AVF est basée sur des résultats venant d’études d'imagerie fonctionnelle montrant que cette zone
est hyperactive pendant les attaques (39) et que la densité de la matiére grise est augmentée chez ces patients
(40) en morphométrie basée sur le voxel. Ces données ont conduit a l'implantation hypothalamique
d'électrodes de stimulation par Leone et ses collégues (41) avec de bons résultats chez deux patients. Par la
suite, dans le monde entier, plus de 60 personnes ont été implantées, et la méthode a été étendue a des
individus atteints d'autres types de céphalées trigéminales (42,43). Le taux de patients stimulés ne présentant
plus de douleur ou >50% d'amélioration est de 64% avec un suivi de 1,6 ans. Dans la plus grande série a ce
jour (n = 16), (44) apres un suivi moyen de 23 (intervalle 1-52) mois, dix patients étaient sans douleur et
trois autres n'avaient que des attaques sporadiques. Le temps moyen pour une réduction cliniquement
significative des maux de téte était de 42 jours (intervalle 1-86). La plupart des personnes qui ont eu des
problémes de stimulation liées a la batterie ou au matériel ont eu une récurrence d'attaques aprés seulement
un court délai, cela a également été décrit pour d'autres techniques de neurostimulation telles que la
stimulation du nerf occipital (46,47) et suggére que le traitement n'est que symptomatique. Fontaine et al
(45) ont entrepris un essai randomisé, en double aveugle et contrdlé par placebo évaluant la stimulation
cérébrale profonde de 1'hypothalamus postérieur chez les patients souffrant d’AVF chronique et pharmaco
résistante, dans cet essai 11 patients étaient soit stimulés soit non stimulés pendant deux mois et inversement.
Il n’y avait pas de différence significative entre les deux bras, probablement a cause de la trop courte durée
de traitement. Mais aprés 10 mois de stimulation dans les deux bras, 3 patients ¢taient libres de crises et 3
autres patients ont présenté une réduction d’au moins 50 % des crises.

Les risques et effets secondaires de la SCP sont : I’hémorragie intracérébrale qui est d'environ 3%, risque
qui se situe dans la moyenne supérieure par rapport aux saignements rapportés pour la stimulation cérébrale
profonde dans les mouvements anormaux. Les autres événements indésirables signalés sont une attaque de
panique avec dysautonomie, (42) troubles oculomoteurs, (42, 43, 45) accident ischémique transitoire intra-

opératoire, infection sous-cutanée, (45) perte de conscience transitoire, (45) dysfonction érectile, maux de
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téte et tremblements, (47) euphorie, (48) éternuements paroxystiques (50). La stimulation cérébrale
profonde de I'hypothalamus postérieur n'a aucun effet néfaste sur la qualit¢ du sommeil et, par contre,
I'améliore par la suppression des attaques nocturnes (51). L'activation du stimulateur ne modifie pas la
fréquence cardiaque, la tension artérielle ou la fréquence respiratoire en repos (52).

Le mode d'action précis de la stimulation cérébrale profonde de I'hypothalamus postérieur dans I’AVF reste

obscur et la réalité de la nature de cette cible reste discutée (53).

7.2) STIMULATION DU GANGLION SPHENOPALATIN

Le ganglion sphénopalatin, localisé dans la fosse ptérygopalatine est un relais parasympathique ; il est
impliqué dans les symptomes dysautonomiques de 'AVF (4). Il a été constaté que la simulation électrique
percutanée du ganglion sphénopalatin permettait un arrét trés rapide des crises d'AVF. Un dispositif de
stimulation de ce ganglion a été mis au point pour étre implanté de maniére chronique dans la fosse
ptérygomaxillaire, et activé a la demande par télémétrie afin d'agir comme un traitement de crise. Dans une
récente ¢tude contrdlée (55) incluant 28 patients AVF chronique et réfractaire, 67 % des crises ont pu étre
contrdlées avec la stimulation active alors que 7 % des crises seulement 1'étaient par la stimulation non
effective (controle). Cependant, 80 % des patients ont présenté des complications sensitives (hypoesthésie

V2, le plus souvent résolutive en quelques mois).
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MATERIEL ET METHODES

1) DESCRIPTION DE L’ETUDE

Il s’agit d’une étude prospective dont les données sont issues de la base de données de 1’« Observatoire
francophone de la stimulation des nerfs occipitaux », registre coordonné par le CHU de Nice et collectant
les données de patients traités par stimulation occipitale., Les données sociodémographiques, le
retentissement de la maladie sur ’humeur, la qualité de vie, la productivité évalués par questionnaires
étaient collectées en préopératoire. Malgré le caractere prospectif du recueil des données, certaines données
préopératoires étaient manquantes car non évaluées ou non renseignées par les investigateurs des centres
participants.

Les mémes questionnaires que ceux utilisés en préopératoire (Annexe 1) concernant les données socio
démographiques, les échelles de retentissement des céphalées et de qualité de vie ont été envoyés par mes
soins aux patients courant novembre 2016 a janvier 2017. Dans ces questionnaires figuraient en plus une
échelle de satisfaction globale (PGIC), un schéma avec le ressenti des paresthésies, la poursuite de la
stimulation ou non et des questions sur les raisons d’un arrét éventuel. Les patients n’ayant pas renvoyé de

questionnaires ont été contactés par téléphone.

2) PATIENTS

Tous les patients évalués avaient été inclus dans « 1’Observatoire francophone de la stimulation des nerfs
occipitaux ». Il s’agit d’une base de données multicentrique de patients traités par stimulation des NGO

souffrant ce céphalées chroniques réfractaires, les données ont été collectées de maniere prospective.

2.1) CRITERES D’INCLUSION

- Patients 4gés dont I’age était supérieur a 18 ans.
- Diagnostic d’algie vasculaire de la face chronique selon les critéres diagnostiques de la classification
internationale des céphalées, durée depuis 3 ans au moins, crises journalieres, résistance a au moins

deux traitements pharmacologiques a visée prophylactique a dose efficace selon les recommandations :
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verapamil a dose au minimum équivalentes a 960 mg/jour, lithium avec une lithémie entre 0,6 et 1
mEq/l, et ou I’association des deux traitements en 1’absence d’effets indésirables.

- Durée de suivi d’au moins 12 mois depuis I’implantation des électrodes.

2.2 CRITERES D’EXCLUSIONS :

- Refus du patient de participer a 1’étude.

3) DONNEES SOCIODEMOGRAPHIQUES

Les données étaient issues de la base de données provenaient de 10 centres (Nice, Marseille, Lille, Grenoble,
Rouen, Limoges, Nancy, Nantes, Colmar, Paris) et ont été recueillies de maniére prospective.

Les Données socio démographiques comprenaient : la date de naissance, le genre, les antécédents, le début
de la maladie avec le nombre d’années pour la forme épisodique et pour la forme chronique, la catégorie

socio professionnelle avec le statut (activité, invalidité, chomage, retraite, arrét maladie).

4) EVALUATION

Les données concernant la maladie étaient : le nombre de jours par semaine et par mois de céphalées, le
nombre de crises par jour au cours de la derniere semaine précédant I’évaluation, la durée moyenne d’une
crise (en minutes) 1’intensité de la douleur lors des crises (Echelle Visuelle Analogique), les traitements

médicamenteux prophylactique et de crise, la consommation médicale.

4.1 QUALITE DE VIE ET LE RETENTISSEMENT DES CEPHALEES

4.1.1) QUESTIONNAIRE HIT 6

Le retentissement de la maladie sur la qualité de vie a été estimé par la version francaise du score HIT 6
(Headache Impact Test) (65,66), mesurant le retentissement des céphalées sur la vie sociale, le bien étre et
les fonctions cognitives (Annexe 1 page 62)

Un score supérieur a 60 (le score allant de 36 a 78) indiquait un impact sévere.
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4.1.2) QUESTIONNAIRE HAD

L’impact émotionnel était évalué par la version frangaise de 'HAD (Hospital Anxiety Depression) (67)
mesurant 1’état d’anxiété (HAD A) et de dépression (HAD D) par deux sous scores allant de 0 a 21,

respectivement significatifs pour un résultat > 7.

4.1.3) QUESTIONNAIRE EQ-5D

La qualité de vie était estimée par la version frangaise de sore EQ-5D, (Annexe 1 page 66) L’EQ-5D (70)
descriptive considére 5 dimensions : la mobilité, ’autonomie de la personne, les activités courantes, la
douleur ou la géne, ainsi que I’anxiété/dépression. Le score EQ-5D VAS (échelle visuelle analogique) (71)
mesure I’auto-estimation de I’état de santé du patient sur une échelle visuelle allant de 0 a 100, 0 étant le

pire état de santé imaginable et 100 le meilleur. (Annexe 1 page 67)

4.1.4) GRADE MIDAS

La perte de productivité était mesurée par I’échelle MIDAS, échelle d’évaluation de la perte de productivité
induite par la migraine (68, 69). Cette échelle est composée de 5 questions principales portant sur le nombre
de jours manqués au niveau du travail, les activités sociales familiales, les taches domestiques en raison de
la céphalée. Chacune des questions donnant un score de 0 a 90 jours, la somme des scores donnant le grade
MIDAS établi en quatre grades de sévérité : grade 1 (score <5) : pas de perte de productivité ; grade 2 (score
de 6 a 10) faible perte de productivité ; grade 3 (score de 11 a 20) : perte de productivité significative ; grade

4 (score >21) : importante perte de productivité. (Annexe 1 page 68).

4.1.5) SCORE PGIC (PATIENT GLOBAL IMPRESSION OF CHANGE)

Ce score était apprécié par le patient en post opératoire afin d’évaluer le changement global apporté par le
traitement par rapport a son état antérieur. L’échelle PGIC comporte 7 niveaux évaluant le changement
allant de: trés aggravé, aggravé, légeérement aggravé, inchangé, légérement amélioré, amélioré, trés

nettement amélioré. (Annexe 1 page 69).
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4.2) RESSENTI DES PARESTHESIES
Les ressenti des paresthésies était collecté au moyen d’un dessin de I’arriere de la téte, le patient devait
crayonner la zone ou il ressentait des paresthésies induites par la stimulation. Le ressenti était classé en 3
catégories : ressenti des paresthésies large, ressenti des paresthésies ponctiforme, absence de ressenti des

paresthésies. (Annexe 1 page : 70).

5) DONNEES CHIRURGICALES

Les données chirurgicales étaient recueillies pour chaque centre et comportaient : le fabriquant, le type
d’¢électrodes (plates, cylindriques), le nombre de plots, 1’utilisation d’extensions, le nombre d’électrodes
utilisées (1 ou 2). Le point d’entrée (retro-mastoidien : droit ou gauche, médian), la trajectoire des

¢lectrodes (oblique, horizontale). La position du boitier du stimulateur (pectoral, glutéal, abdominal).

6) LES EFFETS INDESIRABLES OU COMPLICATIONS

Les effets indésirables ou complications étaient recueillies comme tels : Infection, migration des électrodes
ou du boitier, absence de ressenti de la stimulation, fracture d’électrode, fracture d’extension, probléme de

cicatrisation, dysfonctionnement du matériel, douleurs liées au matériel, et autre.

7) DEFINITION DES PATIENTS REPONDEURS

7.1) REPONSE SELON LA REDUCTION DES CRISES
Dans la littérature, le critére de réponse au traitement est défini le plus souvent par une réduction d’au moins
50% de la fréquence des crises. Il est également mentionné qu’'une réduction de 30 % pourrait aussi étre un

critére pertinent d’efficacité.
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7.2) CLASSIFICATION DES PATIENTS EN TROIS GROUPES

Une classification en 3 groupes selon un score composite a été réalisée : excellents répondeurs, moyens
répondeurs et non répondeurs, celle-ci était faite a 1’issue de la réception des questionnaires puisqu’elle se
base sur I’amélioration des crises, de la satisfaction du patient et du traitement médicamenteux.
Le score composite comprenait 3 éléments et était comptabilisé en nombre de points :
- Laréduction des crises par rapport a I’état antérieur a la stimulation :
réduction > 30% = 1 point ;
< 30%, inchangée ou augmentée = 2 points.
- Lescore PGIC :
trés amélioré ou amélioré = 1 point ;
légérement amélioré ou inchangé = 2 points ;
aggravé ou trés aggravé = 3 points.
- Le traitement prophylactique comparé a I’état antérieur a la stimulation :
réduction ou inchangé = 1 point ; ;

augmenté = 2 points.

Pour un score de 3 points les patients étaient considérés comme excellents répondeurs.
Pour un score de 4 points les patients étaient considérés comme répondeurs moyens.

Pour une score supérieur ou égal a 5 points les patients étaient considérés comme non répondeurs.

8) FACTEURS PREDICTIFS

Les facteurs prédictifs de la réponse thérapeutique étudiés étaient : 1’age, I’ancienneté de la forme chronique
des céphalées, le caractere unilatéral strict des douleurs, la prise d’un traitement de fond, le nombre de crises
la derniére semaine, le sore HIT 6, les scores HAD A et D, le score numéro 2 de I’EQS5D (échelle visuelle
analogique), et la localisation des paresthésies.

La réponse thérapeutique était définie par une diminution de la fréquence des crises >30%
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9) ANALYSE STATISTIQUE

Les données quantitatives étaient exprimées en médiane (distance interquartile), les données qualitatives
¢taient exprimées en pourcentages.

Les comparaisons de moyennes étaient effectuées a I’aide du test U de Mann et Whitney.

Les comparaisons de séries de variables qualitatives étaient effectuées par le test du CHI* ou le test non
paramétrique exact de Fisher.

Les comparaisons des scores de qualité de vie mesurées avant I’implantation (=baseline ) et au moment du
dernier suivi ont été effectuées a 1’aide du test des rangs signés de Wilcoxon.

Une analyse multifactorielle par régression logistique était réalisée afin de déterminer les facteurs associés
a une réduction de la fréquence des crises >50%. Les parametres du modele étaient sélectionnés a partir de
I’analyse univariée (p<0.20) ou selon I’avis du clinicien (variables forcées).

Les données quantitatives du modele de régression logistique ont ét¢ modélisées : 1’hypothése de
modélisation linéaire est non rejetée selon la méthode des modeles emboités avec des rapports de
vraisemblance non significatif.

La validation du modé¢le de régression logistique était réalisée selon plusieurs méthodes :

- ’adéquation du modéle de régression logistique est vérifiée par le test de ’Hosmer-Lemeshow (p> 0,05).
- le pouvoir prédictif du modéle est évalué en comparant la déviance du modele a celle d’un modele nul
(sans variable explicative) qui correspond a I’évaluation d’un pseudoR2.

-La sensibilité et la spécificité est évaluée a I’aide de I’ Aire sous la courbe d’une courbe ROC du modele de
régression.

Concernant ’analyse des événements indésirables, I’analyse de Kaplan-Meier était utilisée pour comparer
la survenue de complications, sur un suivi de 2,5 ans a partir de I’implantation, selon la technique
chirurgicale utilisée.

Le seuil de significativité était de p< 0.05 et lorsqu’une analyse en sous-groupe était réalisée, I’ajustement

par la technique de Bonferroni a été appliquée.
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RESULTATS

1) DONNEES SOCIODEMOGRAPHIQUES :

Il y avait 73 (70%) hommes et 32 (30%) femmes, avec un sexe ratio H/F = 2,3. L’age moyen était de 45 ans
(extrémes 25-72). La durée moyenne de la maladie a I’implantation était de 10 ans (extrémes 2 - 45) et le
nombre de crises moyennes par semaine était de 20 (+/- 22).

Le tableau 1 contient les données socio démographiques.

2) Suivi

105 patients ont été inclus initialement, et ’ensemble de leur données pré-opératoires ont été recueillies.
Du fait des perdus de vue, 81 patients seulement ont pu étre analysés concernant le critére principal
d’efficacité. Seuls 73 patients ont répondu au questionnaire et ont pu tre analysés sur I’ensemble des critéres
d’évaluation. Les données de 105 patients ont été analysés pour les effets indésirables et complications
chirurgicales, par I’examen de leurs dossiers chirurgicaux. Concernant les facteurs prédictifs, 59 patients
pour lesquels les données pré et post opératoires €taient complétes ont pu étre analysées. Le suivi des
patients est présenté figure 4.

Le suivi moyen était de 43,8 mois (19,2 - 105,6). A la date du dernier suivi, 14 patients sur 105 avaient eu
une ablation du systéme, 11 patients pour inefficacité, 3 pour complications. Ces patients ont été considérés

comme non répondeurs.

3) EFFICACITE DE LA STIMULATION

Au dernier suivi les patients avaient une réduction significative de la fréquence des crises par semaine
(p<0,0001) passant d’une moyenne de 20 crises (+/-22) avant la chirurgie a 6 crises (+/- 12) apres la
chirurgie. L’intensité ainsi que la durée des crises étaient aussi diminuées de maniére significative passant
d’une EVA moyenne de 8 (+/-3) a 6 (+/-3(p<0,0001); la durée des crises passait de 30 minutes (+/-45)a 7
minutes (+/- 10) (p<0,0001). (Tableau 2).

Au dernier suivi 69 % des patients analysables présentaient une réduction des crises >50%, et 72 %
présentaient une réduction des crises >30% (tableau 3).

Dans 26 % des cas le traitement médicamenteux prophylactique était réduit et dans 13 % le traitement était

arrété.
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Sur les 81 patients chez lesquels ce critére était évaluable, 54,6% (n=47) des patients étaient classés
excellents répondeurs, 18,6 % (n=16) moyens répondeurs et 26,7% (N=23) non répondeurs (Tableau 3).

16 patients (22%) stimulés étaient libres de crises, sur les 16 patients. A noter que 2 patients étaient libres
de crises alors qu’ils n’étaient plus stimulés : le premier patient avait été stimulé pendant 6 ans puis explanté
devant ’arrét des crises et I’arrét du stimulateur, le deuxiéme patient avait été stimulé pendant 18 mois puis

explanté devant 1’extériorisation d’une électrode.

4) TRAITEMENT DE CRISE ET CONSOMMATION MEDICALE

Avant I’intervention le nombre de jours médian ou le patient avait recours au traitement de crise était de
6,25 jours avant la chirurgie contre 2,5 jours au dernier suivi. L’utilisation moyenne de Sumatriptan était de
15 injections par semaine avant la chirurgie contre 3 par semaine au dernier suivi. L utilisation moyenne en
oxygene était de 10 fois par semaine avant la chirurgie contre 3,5 fois au dernier suivi.

Au cours des 3 derniers mois le nombre de consultation chez le médecin généraliste était nettement diminué :
2,3 consultations moyennes en préopératoire contre 0,6 au dernier suivi, de méme pour le médecin

spécialiste : 1,3 en préopératoire contre 0,3 consultations au dernier suivi.

5) QUALITE DE VIE, SCORES EMOTIONNELS ET DE PRODUCTIVITE

Au dernier suivi, la qualité de vie (HIT-6, EQ5D 1 et EQ5D VAS) étaient améliorés de manicre significative
(Tableau 2), avec une amélioration de ces scores respectivement de -12 (+/- 10) ; - 0,3 (+/- 0,25) et + 31 (+/-
27); p<0,0001. Initialement 1,2% des patients présentaient un grade MIDAS a 1 contre 48 % au dernier
suivi ; p<0,0001. 45 % des patients étaient en activité professionnelle avant I’intervention, 53% étaient en
activité au dernier suivi.

Pour les patients classés excellents répondeurs, une amélioration significative était constatée pour ces 3
scores : HIT-6 (-11), EQ5 D 1 (-0,3), EQ5D 2 (+35), p<0,0001. (Tableau 4)

Les scores émotionnels HAD A et D étaient significativement réduits pour les patients classés excellents
répondeurs -7 (+/-4,5) et -7 (+/-4,85) respectivement, p<0,0001(Tableau 4). Pour les patients analysés en
globalité et les patients classées comme moyens répondeurs, il y avait uniquement le score HAD A qui était

réduit de maniére significative. (Tableau 3 et 4).
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61 % des patients considéraient étre améliorés ou trés améliorés (Score PGIC), et 37 % considéraient leur

état comme légérement amélioré ou inchangé.

6) FACTEURS PREDICTIFS

Les facteurs prédictifs ont été analysés en fonction du critére de réduction des crises >30%.

Nous avons utilisé un mod¢le de régression logistique et significativité des liens sur 59 patients.

Les patients inclus étaient ceux dont nous possédions I’ensemble des données sur : sexe, age, activité
professionnelle avant implantation, obésité, coté¢ de I’AVF unilatérale strict, score D HAD, score A HAD,
ancienneté de I’AVF chronique.

Nous avons évalué le pouvoir prédictif du modéle en comparant la déviance du modéle de régression a celle
d’un modéle nul (mode¢le sans variable explicative) qui était estimé par pseudo R2=0.49 signifiant que 49%
des données des patients sont expliquées par le modele, ce qui est estimé comme trés bon.

Nous avons aussi effectué un test d’adéquation du mod¢le par test d’Hosmer-Lemeshow concluant que le
mode¢le était adéquat car p >0,05.

Le sexe féminin, le caractére strictement unilatéral des douleurs et un score HAD D préopératoire bas étaient
des facteurs significatifs prédictifs de bonne réponse au traitement (Tableau 5).

Compte tenu des données manquantes sur le ressenti des paresthésies, nous avons 6té ce facteur de notre

analyse.

7) EFFETS INDESIRABLES

Quatre vingt quinze effets indésirables ont été répertoriés, et concernaient 61,4% des 152 interventions. Le
nombre de patients ayant présenté un effet indésirable était de 84 soit Le délai moyen implantation-survenue
¢tait de 214 jours (+- 439,44).

Les complications étaient diverses (Figure 5) : Dix (6,6%) patients ont présenté une infection, 17 (11,2%)
une migration d’¢électrode, 11 (7,2%) une absence de ressenti des paresthésies, 6 (3,9%) une fracture de
I’¢lectrode, 2 (1,3%) un probléme de cicatrisation, 12 un dysfonctionnement de matériel (7,9%), 19 une
gene liée au boitier (12,5%), 8 une douleur liée aux électrodes (3,9%), 5 ont présenté une AVF (3,2%)
controlatérale et 5 patients ont présenté d’autres effets indésirables : 1 tiraillement dans le territoire C2, 1
décharges ¢lectriques lors de la stimulation, 1 difficulté d’acceptation du matériel, 1 dysesthésies cervicales,

1 migration du boitier de stimulation .
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61 % des effets indésirables ont nécessité une chirurgie. Aucun effet indésirable n’a mis en jeu le pronostic

vital du patient, et dans 100% des cas ’effet indésirable était résolu sans séquelles.



FIGURE 4 : SUIVI DES PATIENTS

105 patients AVF chronique réfractaire
traités par ONS issus de la base de
données de I'Observatoire francophone

complications

105 patients analysés pour les
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73 patients avec données complétes pour

les criteres d’efficacité

8 patients n‘ayant pas répondu au
questionnaire, évalués sur dossier

24 patients
perdus de vue

et échelles de qualité de vie et/ou par leur médecin
responsable comme non
répondeurs
Pertes de données partielles
59 patients avec données 81 patients analysés pour
complétes pour l'analyse le critére composite et le

des facteurs prédictifs CcJP




TABLEAU 1 : DONNEES SOCIO DEMOGRAPHIQUES

N %/Moy
Age (années) 45 +/- 44,61
Sexe
Homme 73 70%
Femme 32 30%
Antécédents
Aucun 15 14%
Epilepsie 3 3%
Apnée du sommeil 5 5%
HTA 10 10%
Diabete 2 2%
Dysthyroidie 5 5%
Troubles anxieux 19 19%
Dépression 22 22 %
Obésité 33 33%
Tabagisme 74 74 %
Caractéristiques de la maladie
Ancienneté de la céphalée 10 +/- 11,15
Durée épisodique 7 +/- 8,2
Ancienneté chronique 5 +/- 6,5
Coté des crises
Unilatéral strict 78 73%
Droit strict 45 56%
Gauche strict 33 41%
Unilatéral préférentiel 20 18%
Droit préférentiel 9 28%
Gauche préférentiel 12 40%

Bilatéral 10 9%



TABLEAU 2 : ANALYSE DES RESULTATS AU DERNIER SUIVI

Avant chirurgie Dernier suivi

N Median  DevStd N Median DevStd Valeur p

Fréquences des crises par

. 105 22 23 73 6 12 <.0001*
semaine
Intensité des crises (EVA) 104 8 3 73 6 6 <.0001*
Durée des crises (min) 95 30 45 71 7 10.5 <.0001*
HIT-6 score 94 68 7 73 56 15 <.0001*
HAD-D 95 11 6 73 12 12 0.57
HAD-A 95 12 6.5 73 10 9 0.01*
EQ-5D score 1 89 9 2 73 6 2 <.0001*
EQ-5D score 2 89 32 30 73 65 28 <.0001*
MIDAS (grade) N % N % Valeur p
1 1 1.2 35 48.6 <.0001*
2 4 4.7 11 15.3 0.23
3 3 3.5 9 12.5 0.15
4 77 90.6 17 23.6 <.0001*
Global p value < 0,0001*

Table 2 : Wilcoxon signed rank test pour les variables quantitatives, test de MacNemar pour les variables
qualititatives ;

global p-value : test de Fisher pour le score MIDAS inital vs MIDAS dernier suivi

*p <0,05, DevStd : déviation standard



TABLEAU 3 : ANALYSE DE LA FREQUENCE DES CRISES, DU SCORE DE SATISFACTION

GLOBAL ET DU TRAITEMENT EN FONCTION DU SCORE COMPOSITE DE REPONSE A LA

STIMULATION
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Fréquence des crises comparée au début
Réduction > 30 %

Réduction <30%/ pas de changement / augmentation

PGIC
Trés amélioré/ amélioré
Légerement amélioré/ inchangé/ 1égeérement aggravé

Aggravé/ trés aggravé

Traitement prophylactique comparé au début
Diminué/ Arrété
Inchangé

Augmenté

Sub-score composite

Dernier suivi

N %
59 72,8
22 27,1
52 61,1
32 37,6
1 0,1
31 36
52 60

3 35

Dernier suivi

Somme des sub-scores N %
Excellents répondeurs 3 47 54,6
Moyens répondeurs 4 16 18,6
Non répondeurs >=35 23 26,7
Dernier suivi
N %
Fréquence des crises par rapport a I’état avant chirurgie
Réduction > 50 % 1 56 69,1
Réduction <=50% 2 25 30,9
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TABLEAU 4 : ANALYSE DE L’ IMPACT DE L’ONS EN FONCTION DE LA REPONSE DES PATIENTS

Avant implantation

Dernier suivi

<.0001*
0.21
0.15
<.0001*
0.48
0.44
<.0001*
0.015%*
1
<.0001*
0.09
0.67
<.0001*
0.009*

N M¢diane DevStd N Médiane Dev Std p value
HIT-6 Excellent répondeurs 43 67 6 46 56 16.5
Moyens répondeurs 12 69 5.75 16 66 9
Non répondeurs 12 68 7.5 9 66 7
HAD-D Excellent répondeurs 43 10 5 46 3 4.75
Moyens répondeurs 13 13 6 16 10 7
Non répondeurs 10 10 5 9 12 3
HAD-A Excellent répondeurs 43 11 5 46 4 5
Moyens répondeurs 13 13 5 16 10 7.5
Non répondeurs 13 12 5 9 11 4
EQ-5D score 1 Excellent répondeurs 40 2 46 6 1
Moyens répondeurs 13 3 16 8 2.25
Non répondeurs 10 1.5 9 8 2
EQ-5D score 2 Excellent répondeurs 39 40 25 46 75 19.5
Moyens répondeurs 13 25 20 16 425 19.5
Non répondeurs 10 29.5 20.25 9 40 15

1

Test de Wilcoxon pour les variables quantitatives

*p<0,05



TABLEAU 5 : FACTEURS PREDICTIFS

p Adj.OR[IC95%]
Age (années) 0.07 1.10[0.99-1.23]
Sexe
- Masculin 0.025* | 0.04[0.002-0.66]
Ancienneté chronique (années) 0.15 1.26[0.92-1.71]
Activité professionnelle avant implantation
-Oui 0.066 | 13.43[0.84-214.1]
Obésité
- Oui 0.34 0.35[0.04-3.02]
Unilatéral strict
-Oui 0.04* 10.025[0.0007-0.85]
Score A HAD avant implantation 0.76 1.04[0.80-1.35]
Score D HAD avant implantation 0.009* | 0.624[0.44-0.89]

Modele de régression logistique
*p<0,005
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FIGURE 5 : TYPES DE COMPLICATIONS POST OPERATOIRES
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DISCUSSION

1) EFFET THERAPEUTIQUE

La stimulation des nerfs grands occipitaux a permis une réduction de la fréquence des crises pour la plupart
des patients de notre cohorte. Avec un suivi moyen de 3,6 ans cette étude montre la persistance d’un trés
bon effet thérapeutique de cette technique. Chez les 55% de patients trés bon répondeurs la chirurgie a
entrainé une nette amélioration de la qualité de vie ainsi que de I’impact émotionnel. De plus, le traitement
médicamenteux prophylactique a été réduit pour 36 % des patients.

Cette ¢tude montre une persistance de ’effet thérapeutique. En effet, dans une étude précédente sur 44
patients issus de cette méme base de données (63) et évalués a un an, le taux de réponse a la stimulation
était de 59%. A plus long terme cet effet est confirmé par de récentes publications mais avec un effectif
moins important : Magis et al (72) avec un suivi moyen de 5,9 ans pour 10 patients reporte une réduction
de la fréquence des crises dans 70% des cas mais sans changement significatif de traitement médicamenteux
prophylactique. Dans une ¢tude de Leone et al (73) les 30 patients analysés présentaient un taux de réponse
de 66,7% avec un suivi de 6,1 an, dont 10% présentaient une réduction du traitement médicamenteux. Miller
et al (80) évaluaient 52 patients avec un suivi moyen de 3,25 années, avec un taux de réponse de 52 % ce
chiffre étant un peu plus bas que les autres séries ceci étant lié au type de cohorte complexe avec 25 % des
patients présentant en plus d’une AVF réfractaire d’autre types de céphalées.

Les patients « pain free » ou libres de crises étaient au nombre de 14 patients encore stimulés et 2 non
stimulés ce qui présente 20% des patients de notre série. Dans sa série de 10 patients, Magis et al ont décrit
40 % de patients libres de crises ou avec une transformation de I’ AVF réfractaire en forme épisodique. Nous
n’avons pas comptabilisé les formes épisodiques dans nos résultats.

L’évolution de la maladie se fait parfois par une rémission spontanée, ce qui explique que certains de nos
patients sont libres de crises alors qu’ils ne sont plus stimulés. Il est possible que certains des patients encore
stimulés soient dans le méme cas et ne nécessitent plus de stimulation. Cependant la stimulation occipitale
est considérée comme un traitement symptomatique et il est difficile de déterminer la participation de la
I’ONS a la « guérison » de la maladie.

D’autres patients répondeurs décrivent la persistance d’épisodes annuels de réapparition des crises, ce qui
suggere une transformation de la forme chronique vers une forme épisodique. Dans une étude d’imagerie
il a été montré¢ que I’ONS modulait des zone centrales non spécifiques impliquées dans le contrdle de la
douleur sans modifier I’hypermétabolisme hypothalamique retrouvé dans ’AVF (81). On sait également

qu'environ 32% des patients ayant une AVF chronique « primaire » peuvent évoluer spontanément vers un
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type épisodique « secondaire » (82). Ainsi, I'émergence d'une forme épisodique apres ’ONS pourrait soit
étre due a I’évolution naturelle de la maladie, soit étre favorisée par 'ONS.

L’AVF peut parfois créer chez certains patients une douleur quasi suicidaire. Pour cela, nous avons
également évalué la qualité de vie de nos patients via I’échelle HIT 6, HAD, EQ5D et le MIDAS. Tous ces
scores s’amélioraient de manicre significative en post implantation, signifiant non seulement une
amélioration de la qualité de vie mais aussi de I’état psychologique. La qualité de vie et I’impact émotionnel
n’ont pas toujours été évalués dans les études. Fontaine et al (63) ont montré une amélioration significative
des scores HIT 6, HAD, EQ5D et du MIDAS chez 44 patients aprés un an de stimulation. Miller et al (80)
dans son étude prospective sur 52 patients, ne retrouve pas d’amélioration significative de la qualité de vie
et de I’état psychologique mais 40 % des patients avaient un phénotype multiple de céphalées. Cependant,
en analyse en sous groupes, les patients avec une AVF seule présentaient une amélioration de la qualité de
vie et de I’état psychologique. Une étude rétrospective de Clark et al (83) et al évaluant ’ONS chez 16
patients atteints de migraine chronique, les scores MIDAS et BDI (score d’auto évaluation de la dépression)
étaient améliorés uniquement en période péri opératoire puis non améliorés de maniére significative au dela
de 3 mois de stimulation malgré le fait que les patients présentaient une réduction > 50 % de la fréquence

des crises. Cela pouvant étre li¢ au manque de puissance de cette ¢tude.

2) BIAIS

Dans notre série, bien que les données aient été collectées de manicre prospective, au dernier suivi 30
patients étaient considérés comme perdus de vue. Ces patients perdus de vue peuvent étre a I’origine d’une
surestimation de 1’effet thérapeutique, car on peut penser que les patients non satisfaits de la stimulation ont
répondu moins volontiers aux questionnaires que les patients satisfaits. Cependant, nous avons essayé¢ de
limiter ce biais en essayant de joindre par téléphone les patients n’ayant pas répondu aux questionnaires,
ainsi qu’en contactant les médecins suivant ces patients afin d’estimer la réponse a la stimulation.

Nous avons donc rajouté a la base de données neuf patients pour lesquels la stimulation n’avait pas permis
d’amélioration et qui ont été classés dans la catégorie des non répondeurs. Ces patients ont été pris en compte
pour I’évaluation du critére de jugement principal et pour le critére composite. Cependant ces patients n’ont
pas pu étre pris en compte pour I’analyse des scores de qualité de vie et les scores émotionnels. Ces neufs
patients non répondeurs ont aussi été pris en compte pour I’analyse des facteurs prédictifs.

L’analyse des patients a été réalisée en ouvert, 1’aveugle étant impossible puisque les patients stimulés
percoivent les paresthésies dans la région occipitale. Malgré cela un effet placébo a long terme parait tres

peu probable.
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Cependant, il serait intéressant de pouvoir évaluer ces patients en double aveugle. Une étude randomisée,
prospective en double aveugle avec un protocole permettant au patient d’étre stimulé sans ressenti des
paresthésies est en cours d’évaluation (79).

Nous n’avons pas évalué les patients présentant un changement de forme de la maladie, car nous n’avons
pas recherché les patients ayant un retour a une forme épisodique de la maladie, ce critére non évalué
pouvant €tre responsable d’une surestimation de I’effet thérapeutique de ’ONS. Magis et al (62) ont décrit
dans leur série de 10 patients suivis sur 10 ans un changement vers une forme épisodique pour 40% des
patients. Il existe effectivement une évolution naturelle de la forme chronique vers la forme épisodique mais

on pourrait évoquer un role éventuel de I’ONS dans cette transformation.

3) SEUILS DE REPONSE A LA STIMULATION ET CRITERE COMPOSITE

En contraste avec la plupart des autres études, nous n’avons pas seulement choisi d’évaluer la réponse a la
stimulation par la réduction de la fréquence des crises > 50%, mais nous avons décidé, comme dans 1’étude
précédente (63), que la définition de la qualité de réponse au traitement devait considérer d’autres éléments
comme le score de satisfaction globale (PGIC) du patient ainsi que la réduction de prise de traitement
prophylactique. En effet il n’y a pas seulement la fréquence des crises a prendre en compte dans la réponse
au traitement, il y a aussi la réduction de la durée de I’intensité des crises, qui peut permettre d’éviter le
traitement de crise par Sumatriptan, ou simplement parce que certains patients estimaient que leur qualité
de vie était améliorée sans avoir une réduction supérieure a 50%. C’est pourquoi nous avons introduit dans
notre score composite la satisfaction du patient. De plus dans cette pathologie avec un fort retentissement
émotionnel il n’est pas rare d’avoir des patients avec idées suicidaires tellement la douleur est intolérable,
ce qui justifie d’inclure des scores de qualité de vie dans la considération de la réponse au traitement.

Par ailleurs, nous avons considéré que le seuil de réduction de la fréquence des crises > 30% serait aussi un
seuil pertinent. En effet les scores de qualité de vie pour les patients présentant une amélioration de la
fréquence des crises > 50% par rapport a 30 % ¢étaient quasiment similaires, raison pour laquelle le seuil de
30 % integre aussi le critére composite. Ce seuil de 30 % a été pris pour I’analyse des facteurs prédictifs car

il a été estimé statistiquement plus pertinent.

Il s’agit de la plus importante série prospective avec suivi prolongé de patients traités par ONS dans le cadre
d’une AVF. De plus cette étude multicentrique permet d’évaluer un ensemble de patients et de s’affranchir

d’un effet centre.
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4) FACTEURS PREDICTIFS

Il existe trés peu d’études évaluant des facteurs prédictifs de la réponse a I’ONS, et aucune dans la littérature
n’évalue les données socio démographiques. Notre étude multicentrique prospective comportait un nombre
important de patients et nous a permis de déterminer des facteurs prédictifs. Les facteurs prédictifs
significatifs de réponse au traitement dans cette étude étaient : le sexe féminin, les score HAD D et le
caracteére unilatéral des douleurs.

L’age, I’activité professionnelle avant implantation, I’obésité, score A HAD, I’ancienneté de I’AVF
chronique ont été analysés et n’étaient significativement pas des facteurs prédictifs.

Il existe deux études évaluant des facteurs prédictifs de réponse a I’ONS dans I’AVF chronique réfractaire:
La premiére est celle de Kinfe TM et al (74), évaluant la réponse a la stimulation percutanée des NGO
comme facteur prédictif de bonne réponse au traitement chirurgical. Cette étude conclut que la stimulation
percutanée de la région occipitale ne semble pas étre un facteur prédictif de réponse a ’ONS mais cette
étude comportait non seulement un faible nombre de patients mais il y avait aussi une hétérogénéité dans
les pathologies étudiées : AVF, migraine chronique et SUNCT.

La deuxi¢me est une méta-analyse de Kinfe et al (75), qui évalue le bloc des NGO comme facteur prédictif
a PONS pour des patients atteints de migraine chronique et AVF réfractaire, les auteurs concluaient que
dans ces deux pathologies le bloc des NGO n’était pas un facteur prédictif de réponse a la stimulation.

Ces deux facteurs prédictifs n’ont pas été évalués dans notre cohorte car beaucoup de centres n’avaient pas
dans leur pratique courante la réalisation d’une ou de ces deux techniques.

Le critére sexuel féminin apparaissant comme facteur prédictif positif ne se retrouve dans aucune autre étude
évaluant une technique chirurgicale et nous est difficile de trouver une explication pour celui ci.

Par contre concernant le caractére unilatéral bien que celui ci n’ait jamais été évalué comme facteur prédictif,
on peut suggérer que celui ci est un facteur prédictif positif car la douleur unilatérale stricte étant moins
complexe au niveau physiopathologique que I’AVF bilatérale ou hétérogene, et peut donc paraitre plus
simple a traiter.

Dans notre étude un score HAD D bas était un facteur prédictif significatif de bonne réponse a I’ONS. Ce
facteur est prédictif de la réponse thérapeutique a de nombreux traitements antalgiques et notamment dans
des études de stimulation médullaire a visée antalgique. Ces données sont en accord avec les notres : la
présence d’un état dépressif est un facteur de mauvaise réponse au traitement (76, 78) pour les patients ayant
une douleur chronique.

L’obésité faisait partie des facteurs prédictifs étudiés. Bien que jamais démontré comme facteur prédictif
négatif pour ’ONS, il a été démontré que pour la stimulation médullaire les patients obeses avaient un taux

de réponse moindre, notamment pour un IMC >36,5. On aurait pu suggérer la méme chose dans I’ONS,
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I’épaisseur cutanée pouvant potentiellement empécher un bon ressenti des paresthésies (77), mais dans notre
étude ce facteur n’est pas un facteur prédictif significatif.

Dans des études évaluant la stimulation médullaire, la durée de la douleur chronique est un facteur négatif
de réponse au traitement (78). Ce facteur a été pris en compte dans notre analyse mais n’était pas significatif.
L'analyse entre les variables prédictives a démontré une forte corrélation inverse entre le statut d'invalidité
et le soulagement positif de la douleur.

Une étude rétrospective de Clark (83) et al évaluant I’ONS chez 16 patients atteints de migraine chronique,
les scores MIDAS et BDI (auto score de dépression) se sont avérés étre les seuls facteurs prédictifs de
réponse positive a I’ONS, aucune autre variable prédictive, a savoir 1'age, le sexe, I'age d'apparition a
I'implantation, le nombre d'années du diagnostic a I'implantation et l'utilisation de stupéfiants n’étaient

corrélés a la réponse au traitement par ONS.

5) COMPLICATIONS

Toutes les données pour les 105 patients étaient complétes, et tous les patients ont été analysés. Les
complications concernaient 59 % des patients. Sur 88 événement indésirables, 61 % ont nécessité une
intervention chirurgicale. Aucun effet indésirable n’a mis en jeu le pronostic vital du patient. Ce taux de
59% est assez élevé mais dans une période de suivi a long terme ce taux augmente inexorablement. Ce taux
peut étre aussi lié a la courbe d’apprentissage de cette technique chirurgicale, compte tenu du fait de la
relative nouveauté de cette intervention, pour laquelle il n’existe pas de consensus technique actuellement.
Les complications les plus fréquentes étaient : géne liée au matériel (boitier ou électrode), infections,
migration et dysfonctionnement du matériel. Concernant la géne liée au matériel la localisation en position
glutéale du boitier de stimulation était significativement associée a une geéne, cet effet n’a jamais été évalué
dans une étude que ce soit d’évaluation de ’ONS ou en stimulation médullaire. La migration des électrodes
concernait 11 % des patients, dans les séries de suivi a court terme ce taux varie de 7 a 50 % (12, 46, 60,
62), dans les séries avec un suivi a long terme ce taux était entre 2 et 20 % (80, 72). 10 patients (6,6%) ont
présenté une infection du matériel, dans les autres séries ce taux varie entre 5 et 20% (12,46,60,62).

Nous n’avons par contre pas pris en compte le taux de patients pour lesquels nous avons changé le boitier
pour épuisement des batteries.

Les complications de I’ONS sont moindres et moins séveres que celle rencontrée pour la SCP, ce qui en fait

une technique de premier choix avant la proposition de SCP pour I’AVF chronique réfractaire.
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CONCLUSION

A long terme, I’ONS est un traitement symptomatique remarquablement efficace de I’AVF chronique
réfractaire, offrant aux 54% de patients répondeurs une amélioration tres significative de la qualité de vie.
Bien que les effets indésirables soient relativement fréquents, mais non graves, le bénéfice est tel que cela
justifie le cout et les risques liés a ce traitement.

Une analyse cout-bénéfice pour cette cohorte va étre réalisée, ainsi qu’une évaluation de ’impact des

différentes techniques chirurgicales afin d’optimiser la technique et d’en diminuer les effets indésirables.
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ANNEXE 1 : QUESTIONNAIRE PATIENT

Madame, Monsieur,

Vous avez été opéré d’une stimulation des nerfs grand occipitaux pour votre algie vasculaire de la
face.

Le but de ce questionnaire est d’évaluer ’efficacité a long terme de cette stimulation.

Y participer permettra d’optimiser la prise en charge de patients souffrants de cette maladie. Pour
cela nous avons besoin de votre évaluation.

Nous vous remercions d’avance pour votre participation.

Ce questionnaire est a renvoyer dans 1’enveloppe jointe a cet effet.

Bien cordialement,



Date : | | |l I [

Jjour mois

année

Nom : Prénom :

Date de naissance : | I [ I I I I

mois année

Sexe : [1Masculin [ Féminin

Date d’implantation des électrodes : I__ | [ [ | 120__ | |
Jjour mois année
Réimplantation :
(1 Oui (préciser) Date de la premiere réimplantation : 1201 |
Jjour mois année
Date de la deuxieme réimplantation : 1 120__|
Jjour mois année
Date de la troisieme réimplantation : 1201 |
Jjour mois année
Date de la quatrieme réimplantation : 1 120__|
Jjour mois année

[1Non
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Poursuite de I’utilisation de la stimulation occipitale :
LI Oui
LI Non (préciser) Date d’arrét: || 1| 120 | |

Jjour mois année

Si absence de poursuites : Motif(s) de I’arrét : (plusieurs réponses possibles)

L1 Absence d’efficacité ou efficacité insuffisante
[ Amélioration spontanée de la maladie

[ Contraintes trop importantes

1 Complications ou événement indésirable :

[ infection

[ migration de 1’électrode

[ absence de ressenti de la stimulation

[ fracture de 1’électrode

L1 probléme de cicatrisation
[1dysfonctionnement du matériel

[ douleurs liées au matériel

[ autre motif (préciser — écrire en lettres capitales)
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Catégorie socioprofessionnelle : (les chomeurs sont codés selon leur ancienne profession) :
[1 Agriculture (agriculteurs exploitants)
[ Artisans, commergants et chefs d’entreprise
[ Cadres, professions intellectuelles supérieures
LI Professions intermédiaires
1 Employés
LI Ouvriers
[ Retraités
L1 Autres inactifs (chomeur n’ayant jamais travaillé, autre personne sans activité

professionnelle)

Situation professionnelle avant I’intervention :

- [En activité
- [JEn arrét de travail
- [ En invalidité

- [JAuchomage

Situation professionnelle actuelle :

- [En activité
- [En arrét de travail
- [En invalidité

- [JAuchomage
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Consommation médicale, en rapport avec la céphalée, au cours des 3 derniers mois :
- L] Aucune
- L1 Consultation de médecins (préciser) :
L1 Généraliste (préciser) : nombre de consultations : | | |
[ Spécialiste (préciser) : nombre de consultations : | | |

L1 Equipe ayant réalisé I’intervention : nombre de consultations : | | |

- [ Admission aux urgences (préciser) : nombre d’admissions : | | |
- L Hospitalisation (préciser) :
L1 En hopital de jour (préciser) : nombre de séances : | | |

[1Conventionnelle (préciser) : nombre de séjours : | | |

Traitement médicamenteux au cours des 3 derniers mois (par rapport au traitement
médicamenteux avant ’implantation) :

- [ Aucun changement
- DArrét

- [Réduction

- [ Augmentation

- [Nouveau traitement, lequel :
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Traitements médicamenteux, a visée prophylactique, pris au cours des 3 derniers mois :

Il Bétabloquant : métoprolol (Selokenﬁ, Lopressorg), propranolol (Avlocardyl, Hémipralon),

aténolol,bisoprolol, nadolol, timolol

[0 Dihydroergotamine (Seglor , Ikaran )

[1 Antisérotoninergiques

[ Inhibiteur de 1’angiotensine (lisinopril, candésartan)

[J Antagoniste calcique : flunarizine (Sibélium ), vérapamil (Isoptine)

[ Toxine botulique (Botox)

[J Antiépileptique : valproate de sodium (Dépakine ), divalproate de sodium (Dépakote), gabapentine

(Neurontin), topiramate (Epitomax), prégabaline (Lyrica),

[ Lithium (Teralithe )

[J Antidépresseur : amitriptyline (Laroxyl ), clomipramine (Anafranil), venlafaxine (Effexor)

[ Corticoide (prednisone, méthylprednisolone)

[ Anti-inflammatoire non stéroidien (AINS)

1 Autre :
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Nombre de jours avec céphalée au cours du dernier mois :

| |jours

Nombre de crises au cours de la derniére semaine :

| Jcrises

Intensité moyenne des crises au cours de la derniére semaine (enfourer un chiffre) :

012345678910

Absence de douleur Douleur maximale imaginable

Durée moyenne des crises (avec traitement) au cours de la derniere semaine :
minutes

Nombre de jours ou un traitement de crise a été pris au cours de la derniere semaine :
jours

®
Utilisation de sumatriptan (Imiject ) :

- L1 Oui (préciser) : Nombre d’injections au cours de la derniére semaine : | | |
- LI Non (préciser) : Contre-indiqué - Mal toléré - Inefficace

Utilisation d’oxygéne :

- [ Oui (préciser) : Nombre d’utilisations au cours de la derniére semaine : | | |
utilisations

Volume moyen consommé : | | | litres/min pendant | | | minutes

- L Non (préciser) : Lourdeur de I’appareillage - Mal toléré - Inefficace
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HIT-6™ -Questionnaire sur 'impact des maux de téte

Ce questionnaire a été congu pour vous aider a décrire et a expliquer ce que vous ressentez et ce
que vous ne pouvez pas faire a cause de vos maux de téte.

Pour chaque question, veuillez cocher la case approprice.
1) Lorsque vous avez des maux de téte, la douleur est-elle intense ?
[1Jamais [JRarement [1Parfois [1Tréssouvent [1Tout le temps

2) Votre capacité a effectuer vos activités quotidiennes habituelles, y compris les tiches ménageres,
le travail, les études ou les activités sociales, est-clle limitée a cause de vos maux de téte ?

[1Jamais [JRarement [1Parfois [ITréssouvent [1Tout le temps

3) Lorsque vous avez des maux de téte, souhaiteriez-vous avoir la possibilité de vous étendre ?
[1Jamais [JRarement [1Parfois [1Tréssouvent [1Tout le temps
4) Au cours des 4 derniéres semaines, vous €tes-vous senti(e) trop fatigué(e) par vos maux de téte
pour travailler ou effectuer vos activités quotidiennes ?
[1Jamais [JRarement [1Parfois [1Tréssouvent [1Tout le temps

5) Au cours des 4 derniéres semaines, avez-vous éprouvé un sentiment de « ras-le-bol » ou
d’agacement a cause de vos maux de téte ?

[1Jamais [JRarement [1Parfois [ITréssouvent [1Tout le temps
6) Au cours des 4 derni¢res semaines, votre capacité a vous concentrer sur votre travail ou vos
activités quotidiennes a-t-elle été limitée a cause de vos maux de téte ?

[1Jamais [JRarement [1Parfois [ITréssouvent [1Tout le temps



1)

2)

3)

4)
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HAD™ -Echelle du retentissement émotionnel

Lisez chaque série de questions et cochez la réponse qui exprime le mieux ce que vous avez éprouveé
au cours de la semaine qui vient de s’écouler.

Ne vous attardez pas sur la réponse a faire, votre réaction immédiate a chaque question fournira
probablement une meilleure indication de ce que vous éprouvez, qu'une réponse longuement
méditée.

Je me sens tendu(e) ou énervé(e) :

[1La plupart du temps
L1 Souvent

[1De temps en temps
[1Jamais

Je prends plaisir aux mémes choses qu’autrefois :

1 Oui, tout autant
L1 Pas autant

[1Un peu seulement
LI Presque plus

J’ai une sensation de peur comme si quelque chose d’horrible allait m’arriver

[ Oui, trés nettement

[1Oui, mais ce n’est pas grave

[ Un peu, mais cela ne m’inquiéte pas
[1Pas du tout

Je ris facilement et vois le bon c6té des choses

[1 Autant que par le passé
LI Plus autant qu’avant

[ 1 Vraiment moins qu’avant
L1 Plus du tout



5)

6)

7)

8)

9)

HAD™ -Echelle du retentissement émotionnel (suite)

Je me fais du souci :

[ Trés souvent

[] Assez souvent

[ Occasionnellement

[] Trés occasionnellement

Je suis de bonne humeur :

[ Jamais

[l Rarement

[] Assez souvent

[ Souvent

[1La plupart du temps

Je peux rester tranquillement assis a ne rien faire et me sentir décontracté(e) :

[1Oui, quoi qu’il arrive
(1 Oui, en général

[ Rarement

[1Jamais

J’ai ’impression de fonctionner au ralenti :

LI Presque toujours
[ Trés souvent

[ Parfois

[ Jamais

J’éprouve des sensations de peur et j’ai I’estomac noué :

[ Jamais

[ Parfois

[ Assez souvent
[ Trés souvent



HAD™ -Echelle du retentissement émotionnel (suite)

10)Je m’intéresse a mon apparence :

[1Plus du tout

[1Je n’y accorde pas autant d’attention que je le devrais
L111 se peut que je n’y fasse plus autant attention

[1J’y préte autant d’attention que par le passé

11) J’ai la bougeotte et n’arrive pas a tenir en place :

L1 Oui, c’est tout a fait le cas
[1Un peu

[ Pas tellement

[ Pas du tout

12) Je me réjouis d’avance a I’idée de faire certaines choses :

L1 Autant qu’auparavant
[1Un peu moins qu’avant
[ Bien moins qu’avant
[1Presque jamais

13) J*éprouve des sensations soudaines de panique :

[] Vraiment trés souvent
[] Assez souvent

[ Pas trés souvent

[] Jamais

14) Je prends plaisir a un bon livre ou a une bonne émission radio ou de télévision :

[ Souvent

L] Parfois

[l Rarement

[] Trés rarement

69
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EQ-5D™
Veuillez indiquer, pour chacune des rubriques suivantes, ’affirmation qui décrit le mieux votre
état de santé aujourd’hui, en cochant la case appropriée.

Mobilité :

[1Je n’ai aucun probléme pour me déplacer a pied
[1J’ai des problémes pour me déplacer a pied
[1Je suis obligé(e) de rester alité(e)

Autonomie de la personne :

[1Je n’ai aucun probléme pour prendre soin de moi

[1Jai des problémes pour me laver ou m’habiller tout(e) seul(e)
[1Je suis incapable de me laver ou de m’habiller tout(e) seul(e)

Activités courantes (exemples : travail, études, travaux domestiques, activités familiales ou
loisirs) :

[1Je n’ai aucun probléme pour accomplir mes activités courantes

[1Jai des problémes pour accomplir mes activités courantes

[1Je suis incapable d’accomplir mes activités courantes

Douleurs/géne

[1Je n’ai ni douleurs, ni géne

[1J’ai des douleurs ou une géne modérée(s)
[1Jai des douleurs ou une géne extréme(s)

Anxiété/dépression

[1Je ne suis ni anxieux (se), ni déprimé(e)

[1Je suis modérément anxieux(se) ou déprimé(e)
[1Je suis extrémement anxieux(se) ou déprimé(e)



EQ5D- TM

Pourygus aider a indiguer dans quelle mesure tel ou tel
état de santé est bon gu mauyais. nous avons tracé une.
échelle graduée (comme celle d'un thermomeétre) sur
laguelle 100 correspond au meilleur. état de santé que
vous. puissiez imaginer et 0 au pire état de santé gue
VQUS. puissiez imaginer.

Nous aimerions que vous indiquiez sur cette échelle ou
vous. situez votre état de santé aujourd’hui. Pour gela,
veuillez tracer une ligne allant de I'encadré ci-dessous a
I'endroit qui, sur I'échelle. correspond a yotre état de
santé aujourd hui.

Votre état de

santé aujourd’hui

Meillgur &tat de
santejmaginable

100

0

Pire état de santé
imaginable
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MIDAS

Pour remplir ce questionnaire, tenez compte de tous vos maux de téte que vous avez eus au cours
des 3 derniers mois. Ecrivez votre réponse sur la ligne correspondante en indiquant le nombre de
jours appropri€. Inscrire un seul nombre, ne pas inscrire d’intervalle.

1) Au cours des 3 derniers mois, pendant combien de jours avez-vous été absent(e) du travail
ou de I’école en raison de vos maux de téte ? | | | jours
2) Au cours des 3 derniers mois, pendant combien de jours votre productivité au travail ou a

I’école a-t-elle été réduite de moitié ou plus en raison de vos maux de téte ?

(N’incluez pas les jours d’absence indiqués a la question 1)

| | [|jours
3) Au cours des 3 derniers mois, pendant combien de jours avez-vous été incapable d’effectuer
des travaux domestiques en raison de vos maux de téte ? | | | jours
4) Au cours des 3 derniers mois, pendant combien de jours votre capacité a effectuer des

travaux domestiques a-t-elle été réduite de moiti¢ ou plus en raison de vos maux de téte ?
(N’incluez pas les jours d’incapacité indiqués a la question 3)

| | |jours

5) Au cours des 3 derniers mois, pendant combien de jours avez-vous renoncé a des activités
familiales, sociales ou de loisirs en raison de vos maux de téte ? | | | jours



Echelle PGIC - Perception globale de changement par le patient

Depuis I’'implantation, mon état général (cocher une seule case) :

[]S’est trés nettement amélioré
[1S’est amélioré de facon marquée
[ S’est tres 1égerement amélioré
[] N’a pas changé

[1S’est tres 1égerement aggravé
[]S’est aggravé de fagon marquée

[1S’est trés nettement aggravé
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Localisation des paresthésies :
Veuillez hachurer, sur les schémas ci-dessous, la ou les zone(s) ol vous ressentez les

fourmillements induits par la stimulation.




Commentaires :
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