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INTRODUCTION

Les tumeurs osseuses malignes représentent environ 5% de I'ensemble des tumeurs
malignes chez I'enfant et leur incidence se situe entre 6 et 7 cas par million et par an
en France (1). Ainsi, chaque année, environ 300 enfants sont pris en charge au niveau
national pour la découverte d’un ostéosarcome ou d’'un sarcome d’Ewing, types
histologiques qui représentent la trés grande majorité de ces tumeurs. Depuis les
20 dernieres années, I'amélioration majeure des traitement médicaux a permis de
modifier la prise en charge chirurgicale de ces tumeurs. En effet, le taux de survie a
5 ans des enfants atteints de tumeur osseuse maligne atteint maintenant 70% (2).
Ainsi, il est primordial chez ces patients que la chirurgie permette de conserver une
qualité de vie acceptable. Avec l'efficacité grandissante des chimiothérapies néo-
adjuvantes, il est possible de limiter I'évolution locale voire de diminuer la masse
tumorale, permettant ainsi de passer de chirurgies délabrantes (ie amputation de
membre) a des chirurgies conservant le membre. Cependant, ce type de chirurgie
reste un défi en raison des grandes pertes de substance osseuses nécessaires pour
une résection en zone saine et souleve ainsi la problématique de la reconstruction du

squelette.

Les pertes de substance osseuses lors de la résection tumorale intercalaire au fémur
sont souvent trés étendues tandis que les contraintes mécaniques sont majeures, ce
qui a amené a rechercher des solutions chirurgicales permettant d’obtenir a la fois une
bonne stabilité primaire ainsi qu’un fort potentiel de consolidation. Ceci dans un
contexte cicatriciel défavorable.

L'utilisation d’un greffon fibulaire vascularisé dans le cadre de la reconstruction
tumorale a été proposée en 1977 par Weiland (3), suite aux travaux de Taylor (4) en
1975. Au début des années 1990, Capanna décrit 'adjonction d’'une allogreffe osseuse
massive afin d’améliorer les caractéristiques mécaniques de la reconstruction osseuse
(5). Cette association a pour avantage de miser a la fois sur la vascularisation de la
fibula et sur la solidité intrinséque de I'allogreffe (6). La technique de la membrane
induite décrite par Masquelet en 2000 (7), permet quant a elle d’adopter une stratégie
en deux temps ayant montrée des résultats encourageants en chirurgie tumorale des

os longs, y compris chez I'enfant (8)(9)(10).



Dans cette étude, nous rapportons notre expérience des reconstructions osseuses par
fibula vascularisée aprés résection intercalaire des tumeurs osseuses malignes
primitives au fémur chez I'enfant et 'adolescent et nous évaluons I'évolution de nos
pratiques, au travers de l'utilisation de la technique de Masquelet modifiée pour
s’adapter aux contraintes de la chimiothérapie.

Nous nous intéressons plus particulierement aux résultats radiologiques a moyen et
long terme concernant la consolidation osseuse, a la survenue de complications ainsi
gu’au bénéfice de la mise en place d’'une entretoise en ciment lors du premier temps

chirurgical.



MATERIEL ET METHODES

Patients

Nous avons mené une étude rétrospective au sein de notre institution (Hbpital Timone
Enfants, APHM, Marseille) afin de recenser les patients ayant bénéficié d’'une greffe
de fibula vascularisée dans le cadre de la reconstruction d’'une perte de substance
osseuse apres résection tumorale au fémur, de 2008 a 2018.

Les criteres d’inclusion étaient un age inférieur a 18 ans au moment du diagnostic et
du premier temps chirurgical, la présence d’'une tumeur osseuse maligne primitive de
localisation fémorale sans envahissement articulaire et reconstruction par un greffon

osseux vascularisé de fibula (Fig.1).

Au total, 15 patients atteints de tumeurs osseuses malignes primitives au
fémur correspondaient aux critéres d’inclusion. Parmi ces 15 patients, 11 présentaient
un ostéosarcome et 4 présentaient un sarcome d’Ewing. L'effectif était composé de
6 filles et 9 garcons. L’age moyen au moment du diagnostic était de 11,4 ans (+ 3,6).
Pour chaque patient, le coté et le sieége de la résection (proximal, diaphysaire ou distal)

ont été notés.

La présence de meétastases pulmonaires a été mise en évidence lors du bilan
d’extension initial chez 2 patients. Tous les patients ont bénéficié d’'une chimiothérapie
néo-adjuvante selon les protocoles en vigueur au sein de I'équipe d’oncologie
pédiatrique de notre établissement. Aucune séance de radiothérapie n’a été

administrée.



Tumeurs osseuses malignes
primitives aux membres inférieurs
N=75

Tumeurs osseuses malignes au
fémur
N=48

Greffe de fibula vascularisée
N=15

Figure 1.

Diagramme de flux

Autres localisations :
- Tibia 18

- Fibula 7

- Talus1

- Hallux 1

- Prothése/allogreffe seule 29
- Dossier non accessible 3

- Décés avant chirurgie 2

- Amputation 1



Intervention

La premiére intervention chirurgicale était pratiquée en moyenne 4,8 mois (+ 0,9) aprés
le diagnostic, ce délai correspondant a la réalisation du cycle de chimiothérapie néo-
adjuvante. Afin de planifier I'intervention, tous les patients ont bénéficié d’'une IRM du
fémur lors du temps diagnostique ainsi qu’a la fin de la chimiothérapie néo-adjuvante

afin de déterminer les limites de résection, en fonction du type histologique.

L’acte chirurgical a été réalisé en double équipe. La résection carcinologique, la mise
en place de I'entretoise lorsqu’elle a été proposée et I'ostéosynthése étaient pratiqués
par I'équipe d’orthopédie pédiatrique tandis que le prélévement du greffon fibulaire et
le temps microchirurgical d’anastomoses vasculaires étaient assurés par I'équipe de
Chirurgie Plastique Reconstructrice des membres.

Dans le cas d'un choix de résection et reconstruction en deux temps selon les
principes de Masquelet, une entretoise en ciment aux antibiotiques (Vancomycine)
était mise en place apres la résection tumorale et I'ostéosynthése. La reprise pour
greffe osseuse vascularisée avait lieu a distance, apres la fin de la chimiothérapie

adjuvante.

Le prélevement de fibula était effectué préférentiellement du coété controlatéral a la
tumeur afin de faciliter le travail en double équipe. Les différents montages de fibula
étaient : simple ou double greffon, manchonnée dans une allogreffe ou non, associée
ou non a une autogreffe osseuse morcelée. Les fibulas simples étaient encastrées
dans le fat fémoral en proximal et en distal aprés alésage de celui-ci. Ceci était facilité
par leur surdimensionnement par rapport a la zone de résection.

Lorsque la fibula était manchonnée, un rail était creusé dans l'allogreffe afin de
permettre la préservation et le passage du pédicule fibulaire. La fibula était ensuite
encastrée dans le fat fémoral, I'allogreffe venant en étai.

Les greffes osseuses conventionnelles associées pouvaient étre de [I'allogreffe
morcelée ou une autogreffe prélevée aux dépens de la créte iliaque, antérieure

préférentiellement.



Dans notre série, aucun patient n’a bénéficié du prélévement d’'une palette cutanée
associée a la fibula greffée. Les masses musculaires importantes au niveau de la
cuisse et la situation profonde du fémur qui en découle expliquent I'absence
d’utilisation de greffon composite ostéo-cutané.

L’ostéosynthése a été assurée par lame-plaque proximale ou distale ou les deux,
plaque verrouillée, embrochage centromédullaire et vissage inter-fragmentaire en
fonction du site de résection et des conditions locales, ces moyens d’ostéosynthése
ayant été combinés le plus souvent.

Le cartilage de croissance distale du fémur était préservé deés lors que les marges de
résection évaluées sur I'imagerie préopératoire le permettaient. Bien que la physe
puisse jouer un réle de barriere a I'extension tumorale, une marge de sécurité a été
respectée. En cas de localisation proximale, il n’était pas nécessaire d’emporter le
cartilage de croissance du grand trochanter compte-tenu de sa localisation au contact
du col fémoral qui aurait amené a réaliser une arthroplastie (patients exclus donc).

La mise en place d’'une immobilisation stricte type résine pelvi-pédieuse en post-
opératoire immeédiat puis la réalisation d’'une attelle de marche sur mesure n’étaient
pas systématique. Cela dépendait de I'dage du patient, de la stabilité présumée du

montage et de I'appréciation du chirurgien.

Suivi

La totalité des clichés radiologiques réalisés au cours du suivi post-opératoire ont été
analysés. Nous avons évalué la longueur de résection a I'aide de la radiographie de la
piece anatomique d’exérése disponible le jour de I'intervention.

La consolidation, les fractures et les faillites de I'ostéosynthése ont été analysées
radiologiquement sur des clichés standards centrés de face et de profil. Il en est de
méme pour le diamétre de la fibula greffée et du fémur restant en post-opératoire, a
1 an et au dernier recul. L’hypertrophie du greffon, calculée selon la formule de De
Boer et Wood (11), était systématiquement mesurée.

Les clichés de télémétrie des membres inférieurs ont permis de déterminer l'inégalité
de longueur des membres inférieurs au recul ainsi que les troubles d’axe dans le plan
frontal.

Le délai avant autorisation d’une reprise d’appui total sans aide, dépendant de

I'évaluation clinique en consultation et de I'évolution radiologique, a été rapportée.



Complications

Les complications précoces et tardives au niveau du site opératoire fémoral ont été
relevées. Celles-ci comprenaient la nécrose cutanée et la désunion cicatricielle, les
infections profondes, les fractures, la faillite de 'ostéosynthése et la pseudarthrose.
Au site donneur du greffon fibulaire nous avons recherché un déficit sensitif dans le
territoire du nerf fibulaire superficiel, un déficit de mobilité de I'hallux ainsi qu’une
déformation en valgus de la cheville.

Enfin, nous avons dénombré le nombre de reprises chirurgicales ainsi que leurs

causes. Le taux de décés au dernier recul était également compilé.

Analyse statistigue

Les données sont exprimées en moyenne et écart-type. Les groupes de patients avec
une fibula manchonnée et une fibula non-manchonnée d’une part et les groupes ayant
bénéficié de la mise en place d’'une entretoise ou de I'absence d’entretoise d’autre
part, ont été soumis a une comparaison statistique.

Les comparaisons de moyenne entre deux groupes ont été faites a I'aide du test de
Student pour échantillon indépendant. Celles entre situation initiale, a 1 an et au recul
ont fait appel a un test de Student pour échantillon apparié. Les comparaisons de
proportion ont quant a elle été effectuées grace au test exact de Fisher. Les données
ont été considérées comme statistiquement significatives a l'intervalle de confiance de
95 % (p<0,05).



RESULTATS

Entre 2008 et 2018, 15 patients mineurs ont donc bénéficié d’'une reconstruction
fémorale par greffe de fibula vascularisée apres résection d’une tumeur osseuse
maligne au fémur dans le service de Chirurgie orthopédique et pédiatrique du CHU de

Marseille. La durée moyenne de suivi était de 4,7 ans (x 3,6).

Résultats oncologigues

La résection tumorale a été retrouvée en marge saine chez tous les patients. A
'exception d'un patient, une chimiothérapie adjuvante post-opératoire a été
systématiquement administrée selon le protocole oncologique en vigueur.

Un patient a présenté une récidive locale au fémur proximal ayant conduit a une
reprise chirurgicale avec mise en place d’'une prothése totale de fémur. Au cours du
suivi, les 2 patients (13%) présentant des métastases pulmonaires a la phase précoce
de la maladie sont décédées malgré plusieurs lignes de chimiothérapie, a 24 mois du
début de la prise en charge en moyenne. Au dernier contrble, tous les patients

survivants étaient en rémission compléte.

Chirurgie

Le site de résection tumorale était proximal dans 4 cas, diaphysaire pur dans 3 cas et
supra-condylien dans 8 cas. La longueur moyenne du segment réséqué était de
18,7 cm (z 8,2) tandis que le greffon fibulaire mesurait 18,1 cm (+ 4,8) en moyenne.
Le cartilage de croissance au fémur distal a été emporté dans la piéce d’exérése dans
7 cas (47%). L’ostéosynthése principale a été assurée par une lame-plaque dans
6 cas (40%) et une plaque verrouillée dans 10 cas (67%). En complément, une broche
centromédullaire dans la fibula a été employée a 5 reprises et 2 vissages
interfragmentaires ont été réalisés.

La mise en place d’'une entretoise au ciment a été réalisée chez 6 patients (40%). La
reprise chirurgicale chez ces patients a eu lieu a 9 mois (6-11) en moyenne.

Le greffon fibulaire vascularisé était manchonné dans 9 cas et simple dans 6 cas. Chez

2 patients, deux greffons fibulaires superposés ont été utilisés devant une perte de



substance supérieure a 25 cm (33 cm et 27,5 cm). Dans un de ces cas, une allogreffe
a été mise en place également.

L’ajout d’'une greffe osseuse conventionnelle a été réalisé chez 4 patients au moment
de la mise en place du greffon fibulaire vascularisé. Il s’agissait de créte iliaque dans

3 cas et d’allogreffe morcelée dans 1 cas.

Tableau 1. Caractéristiques des patients et données opératoires
Délai Longueur de Résection

# Sexe Diagnostic Ag'e Chirurgie résection 'S|eg-e cartilage de Ostef)sy-nthese Spacer Montage péroné
(années) . résection ) principale
(mois) (cm) croissance

1 F Ostéosarcome 6,4 4,3 9,2 Prox (0] PV N Manchonné
2 F Ostéosarcome 12,7 3,4 8,3 Dist N LP +PV N Simple

3 F Ostéosarcome 16,4 3,7 23 Diaph N LP +PV N Manchonné
4 M Ostéosarcome 8,9 3,5 15,4 Dist (o] PV N Simple

5 M Ostéosarcome 15,9 3,4 37 Diaph N DoubleLP N Simple

6 M Osétosarcome 11,5 4,3 19,2 Diaph N Double PV N Manchonné
7 M Ewing 10,9 5,5 17 Diaph (e} PV o Simple

8 M Ewing 12,3 6,7 33,1 Diaph N DoubleLP N Simple

9 F Ewing 7,6 5,0 14,4 Prox+Diaph N LP (0] Manchonné
10 M Ostéosarcome 14,9 4,2 17 Dist N PV [0} Simple
11 M Ostéosarcome 7,6 4,5 12,1 Dist (e} PV N Manchonné
12 F Ostéosarcome 59 5,2 27,5 Diaph (e} Double PV N Manchonné
13 M Ostéosarcome 10,1 3,8 18,8 Dist (0] PV (0] Manchonné
14 M Ewing 15,0 5,2 16,8 Prox N LP (0] Manchonné
15 F Ostéosarcome 14,9 4,0 13,1 Dist (0] Double PV (0] Manchonné

F=fille, M=garcon, Prox=proximal, Distal=distal, Diaph=Diaphysaire, PV=plaque verrouillée, LP=lame-plaque

Résultats radiologiques et fonctionnels

La consolidation osseuse a été obtenue en 17,6 mois en moyenne dans 8 cas sur 15.
Nous n’avons pas observé de différence de délai de consolidation selon le type
d’ostéosynthése employée, les propriétés mécaniques de la lame-plaque et de la
plaque verrouillée étant proches. La reprise de la marche avec appui total sans aide a
eu lieu a 14,1 mois en moyenne (+ 4,5).

S’agissant de I'évolution de la fibula greffée, le diamétre initial était de 10,6 mm (+ 1,8)
en moyenne, de 12 mm (£ 2,5) a 1 an et de 13,6 mm au dernier recul. Cela correspond
a une hypertrophie moyenne de 20% entre la situation initiale et le dernier controle
radiologique (10, 6 vs 13,6 mm, p=0,009).
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Diametre fibula (mm)
18
16
14

12
10

Initial 1an Recul

Au niveau de la diaphyse fémorale résiduelle mesurée au contact du greffon, le
diamétre initial était de 22,1 mm (£ 4,7). A 1 an, il était de 25,1mm (x 5,7) et de
26,2 mm (x 5.5) au dernier contréle. Une hypertrophie moyenne de 15% a donc été

observée au dernier recul (22,1 vs 26,2mm, p=0.02).

Diametre fémur (mm)

35
30

25

—e——
——

20

—e—

15

10

Initial 1lan Recul

Les comparaisons entre les groupes fibula manchonnée et fibula simple ainsi qu’entre
les groupes entretoise et sans entretoise sont rapportées dans les tableaux 2 et 3.
Dans le groupe manchonné, le délai de consolidation était significativement plus long
(20,5 vs 8,9, p=0,038). Cependant, le taux de pseudarthrose n’était pas
significativement différent (44 vs 83%, NS). Chez les patients ayant bénéficié d’'une
reconstruction en deux temps avec l'utilisation d’une entretoise, I'’hypertrophie de la
fibula était plus importante au dernier recul mais ce résultat n’était pas significatif (9%
vs 39%, p=0,12).
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Tableau 2. Comparaison statistique groupes fibula simple et fibula manchonnée

Fibulamanchonnée Fibulasimple
Moyenne SD Moyenne SD p
Intervention
Délai chir (mois) 4,5 0,6 4,4 1,4 1
Age diagnostic (année) 10,6 4 12,6 2,6 0,3
Age résection (année) 11 4 13 2,6 0,3
Délai entretoise (mois) 8,6 2,5 9,7 0,5 0,4
Longueur résection (mm) 171,2 57,1 213 111,9 0,428
Longueur fibula (mm) 184 47,9 168 67,9 0,797
Parametre Radiologique
Diametre fibulainitial (mm) 10,2 1,6 11,7 2,1 0,357
Diameétre fémur initial 20,5 4,2 25,3 4,5 0,131
Diametre fibula 1l an 11,6 2,7 12,8 2,4 0,496
Diametre fémur 1 an 24,4 7,1 26 4,1 0,686
Diametre fibularecul 12,4 2,8 15,2 3 0,257
Diameétre fémur recul 25,3 6,4 27,5 4,4 0,544
Augmentation fibula% 17% 12% 25% 37% 0,687
Augmentation fémur % 19% 21% 10% 12% 0,396
Délai reprise appui 100% 13,2 3,4 17,3 8,3 0,611
Délai consolidation total 20,5 6,7 8,9 3,5 0,038
Complications
ILMl initiale (mm) 6,7 9,1 13,7 12,9 0,282
ILMIrecul (mm) 20,8 22,8 13,8 17,4 0,517
Pseudarthrose 4(44%) 5(83%) 0,287
Comp Locale 4(44%) 1(17%) 0,58
Reprise nombre moy 1,6 1,5 1,5 0,8 0,929
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Tableau 3. Comparaison statistique groupes entretoise et sans entretoise

Sans entretoise Entretoise
Moy SD Moy SD p
Intervention
Délai chir (mois) 4,3 1,1 4,6 0,7 0,55
Age diagnostic (année) 10,9 3,9 12,3 3,2 0,459
Age résection (année) 11,2 3,9 12,6 3,1 0,449
Délai entretoise (mois) 9 2,1
Longueur résection (mm) 205 104 162 21 0,253
Longueur fibula (mm) 169 62 192 34 0,495
Parameétre Radiologique
Diametre fibulainitial (mm) 10,4 1,8 10,8 1,9 0,744
Diameétre fémur initial 20,7 5 23,5 4,4 0,323
Diameétre fibulal an 11,2 2,3 13,7 2,5 0,231
Diameétre fémur1 an 23,6 6,9 27 3,8 0,382
Diameétre fibularecul 11,6 2,4 15,8 1,7 0,013
Diameétre fémur recul 24,6 7 27,8 3,6 0,399
Augmentation fibula % 9% 7% 39% 29% 0,12
Augmentation fémur % 16% 24% 15% 12% 0,973
Délai reprise appui 100% 11,9 3,3 16,9 4,7 0,125
Délai consolidation total 17,4 9,2 8,8 4,7 0,131
Complications
ILMl initiale (mm) 12,6 12,8 4,8 5,4 0,135
ILMI recul (mm) 23,4 23,2 9,8 13,3 0,173
Pseudarthrose 4 (44%) 5(83%) 0,287
Comp Locale 3(33%) 2 (33%) 0,999
Reprise nombre 6 (67%) 5(83%) 0,604
Reprise nombre moy 1,6 1,2 1,5 1,4 0,938
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Complications

Pseudarthrose

Au cours du suivi, 7 patients (47%) ont présenté une pseudarthrose a la jonction
proximale ou distale de la reconstruction. Ces situations de pseudarthrose ont été
diagnostiquées sur une faillite de 'ostéosynthése dans 4 cas, une fracture dans 2 cas,
et radiologiquement dans 1 cas. Les cas de pseudarthroses ont été pris en charge
chirurgicalement par décortication, greffe osseuse et changement d’ostéosynthése.

Dans un cas, une mobilisation du genou a été associée au geste de greffe osseuse
devant une limitation de flexion a 50°. Dans un cas également, le patient a bénéficié
de la mise en place d’un greffon fibulaire vascularisé controlatéral. Un patient a
nécessité la mise en place d’'une deuxieme puis d’'une troisieme entretoise en ciment
devant la survenue de plusieurs débricolages et fractures. A ce jour, la consolidation

n’est pas acquise.

Reprises chirurgicales

Une ou plusieurs reprises chirurgicales ont été nécessaires chez 12 patients (80%) au
cours du suivi. Le nombre moyen de reprise par patient était de 1,5 (x 1,2, 1-4).

Nous avons noté au niveau local 5 reprises chirurgicales précoces : une infection
nécessitant un lavage, trois désunions cicatricielles superficielles et une nécrose
cutanée nécessitant un parage avec fermeture directe. Au site donneur, seuls deux
patients (13%) ont présenté une complication. Il s’agissait dans le premier cas d’'une
infection précoce du site opératoire ayant été reprise chirurgicalement puis traitée par
une antibiothérapie adaptée. L’autre patient a présenté un déficit sensitif dans le
territoire du nerf fibulaire superficiel, spontanément résolutif. Aucune amputation n’a

été pratiquée au cours du suivi.

Inéqalité de lonqueur

Au plus long recul, 9 patients (60%) présentaient une inégalité de longueur aux
membres inférieurs (ILMI) supérieure a 10 mm. L'ILMI moyenne était de 18,4 mm

(x 20,4, 12-60). Chez 4 patients une chirurgie correctrice a été réalisée. Celle-ci
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consistait en une épiphysiodéese controlatérale au fémur distal et au tibia proximal dans
3 cas et une ostéotomie d’accourcissement du fémur controlatéral sur clou
centromeédullaire a été pratiquée dans le dernier cas. Dans les autres cas, une orthése

plantaire compensatrice était proposée en fonction de la géne exprimée par le patient.
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DISCUSSION

Les progres de la chimiothérapie ont permis une amélioration majeure de la survie des
patients atteints de tumeur osseuse maligne, et I'amélioration des résultats est
désormais portée sur la qualité de vie. La prédominance de patients jeunes au
diagnostic nous oblige a envisager des solutions de reconstructions durables. La greffe
de fibula vascularisée a montré a ce titre son efficacité dans la prise en charge des

défects osseux majeurs aprés excision tumorale au niveau des os longs (12)(13).

Intérét du manchon d’allogreffe

A l'inverse des résultats de la littérature, notre étude ne semble pas trouver d’intérét
majeur a l'utilisation d’'une allogreffe. On note tout de méme une tendance plus faible
a I'évolution vers la pseudarthrose (44% vs 83%, NS). Ceci pourrait étre expliqué par
la meilleure stabilité primaire du montage chirurgical. Le fémur est soumis a des
contraintes mécaniques fortes. Ainsi, la mise en place d’'une fibula libre seule peut se
montrer insuffisante avant la constatation d'une hypertrophie mécaniquement

acceptable qui survient au bout de plusieurs mois.

Intérét de I’entretoise

Notre expérience dans la prise en charge de ces patients nous a amené a employer
une stratégie en deux temps devant des conditions locales et générales défavorables
telles que la dénutrition et la circulation de produits cytotoxiques sur une longue
période correspondant aux deux cycles de chimiothérapie entourant I'acte chirurgical.
L’effet délétére de la chimiothérapie sur la consolidation a été retrouvé a plusieurs
reprises et I'on sait par ailleurs que cet effet est dose-dépendant (14)(15). Ces
éléments exposent en post-opératoire au risque de désunion de cicatrice et d’infection
du site opératoire. Dans ce dernier cas, il peut étre indispensable de retirer en bloc le
matériel d’ostéosynthése et la reconstruction osseuse afin d’obtenir un contréle de

I'infection sur le long terme. La gravité réside dans I'absence de solution de
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reconstruction ultérieure, conduisant la plupart du temps a 'amputation. La stratégie
en deux temps permettrait de traverser cette période critique.

La mise en place d’une entretoise en ciment selon Masquelet (7) présente plusieurs
avantages a ce stade. Son association a une ostéosynthese adaptée a la perte de
substance permet la plupart du temps un appui protégé ce qui participe a la limitation
de la dégradation de la qualité de vie.

Par ailleurs, les propriétés principales de cette membrane sont la prévention de la
résorption de la greffe et la sécrétion de facteurs de croissance. Dans une étude
expérimentale chez le lapin en 2008, Pélissier et al. décrivent les propriétés
biologiques de la membrane pseudo-synoviale développée au contact du ciment (16).
On observe la formation au cours du temps d’'une membrane riche en facteurs de
croissance (VEGF, TGFp1) et en facteurs ostéoinducteurs (BMP-2). Le VEGF est un
inducteur de l'angiogenese et joue un rdle important dans la régulation de la
vasculogenése. Par ailleurs, ce facteur de croissance participe largement au
remodelage osseux en attirant les cellules endothéliales et les ostéoclastes tout en
stimulant la différentiation en ostéoblastes (6). La membrane favorise ainsi la
vascularisation et la corticalisation de I'os greffé a son contact, qui va s’hypertrophier.
La technique de Masquelet a été utilisée jusqu'a 25 cm de défect osseux (17) et
semble donc adaptée a notre situation. Cependant, l'allogreffe ou Il'autogreffe
morcelée déposée lors du deuxiéme temps est reconnue comme un corps étranger et
donc exposée au risque d’une résorption massive (18). Son association a une greffe
vascularisée telle que la fibula présente donc un réel intérét.

L’analyse comparative des groupes entretoise et absence d’entretoise retrouve
principalement une hypertrophie du greffon fibulaire au recul majorée en cas
d’utilisation d’'une membrane induite. Le taux d’hypertrophie passe ainsi de 9% a 39%.
Bien que non significatif, ce résultat semble montrer une meilleure intégration de la
fibula greffée aprés mise en place d’une entretoise en ciment. Le manque de

puissance statistique lié au faible effectif est probablement en cause dans ce cas.

Complications

L’administration d’'une chimiothérapie ou d’une radiothérapie post-opératoire constitue
un facteur déterminant de complications, I'activité biologique de cicatrisation et de

consolidation étant perturbée par la cytotoxicité des molécules employées. De plus, la
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localisation fémorale expose a un risque majoré de complication mécanique lié aux
contraintes intrinséques bien plus importantes qu’au membre supérieur (19). Le risque
d’infection profonde au fémur, grace a la masse musculaire importante qui I'entoure,
est minoré par rapport a des zones plus sous-cutanées tel que le tibia proximal.
Cependant, dans la littérature on retrouve des taux d’infection profonde pouvant aller
jusqu’a 25% (19). La mise en place d’'une entretoise en ciment permet une diminution
conséquente de la durée opératoire, clairement associée au taux d’infection post-
opératoire, avant le démarrage de la chimiothérapie néo-adjuvante en période post-
opératoire, période critique en raison des phénoménes cicatriciels toujours actifs.
Toutefois, Capanna dans sa série princeps retrouve 7,5% d’infections profondes a long
terme chez des patients pédiatriques et adultes réunis (12). Ce chiffre est comparable

a celui retrouvé dans notre série (6,6%).

Bien qu’elles restent rares chez I'enfant, il existe un certain nombre de complications
associées au prélévement du greffon fibulaire vascularisé. Des paresthésies ou une
parésie dans le territoire du nerf fibulaire commun sont observées dans 4 a 5% des
cas et une rétraction du fléchisseur de I'hallux dans 1 a 3% des cas. La déformation
en valgus de la cheville est retrouvée dans 2 a 3% des cas tous ages confondus
(20)(21). Cette complication peut étre prévenue par la réalisation d’'une syndesmodése
tibio-fibulaire, en particulier si la fibula restante mesure moins de 6¢cm, ce qui constitue
un facteur d’instabilité. Enfin, il existe toujours un risque trés faible de syndrome de
loges. Le taux de complications global dans notre étude est élevé (80%) mais le
nombre de reprise chirurgicale par patient reste faible, a 1,5 par patient en moyenne.
Comparativement, dans une étude récente chez 29 patients pédiatriques, tous sites

confondus, McCullough et al. dénombrent 1,9 reprise par patient en moyenne (22).

Perspectives

Contrairement a la surveillance directe permise par lambeau libre musculaire ou septo-
cutané superficielle, nous ne disposons pas a ce jour de moyen de surveillance de
'absence de thrombose vasculaire au niveau du pédicule fibulaire. La
dévascularisation des greffons n’est donc pas évaluable. Un seul greffon inerte a pu
étre observé au cours d’une reprise pour faillite de l'ostéosynthése, suivi d’'une

deuxiéme mise en place d’entretoise en ciment. Une surveillance de la viabilité du
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greffon fibulaire a I'aide d’une palette cutanée ou d’'une mini sonde doppler implantable
pourrait permettre de s’assurer de la vitalité précoce de la greffe et d’'opérer une reprise
rapide en cas d’ischémie avérée.

D’autre part, une réduction du délai entre le premier et le deuxiéme temps chirurgical
serait une piste intéressante a suivre. Dans notre étude, il s’établit a 9,1 mois. Cette
perspective poursuivrait deux objectifs : diminuer le délai de reprise de la marche avec
appui complet afin d’améliorer la qualité de vie et potentialiser les capacités de
vasculogenése et d’ostéo-induction de la pseudo-membrane développée apres la
mise en place de I'entretoise en ciment. Le délai idéal pourrait étre d’'un mois apres la
fin de la chimiothérapie adjuvante comme cela a été décrit en cas de réalisation d’'une
technique de Masquelet stricte dans la reconstruction apres résection de tumeur

osseuse maligne aux os longs (8).

Limites de I’étude

Notre étude présente plusieurs limites. Tout d’abord, plusieurs combinaisons
chirurgicales ont été utilisées sur la période d’inclusion, reflétant d’'une part I'évolution
de nos pratiques et d’autre part la nécessité de s’adapter au cas particulier de chaque
patient. Par ailleurs, nous avons inclus un nombre limité de patients, en particulier si
'on considere les sous-groupes fibula manchonnée (n=9), fibula simple (n=6),
entretoise (n=6) et absence d’entretoise (n=9). Malgré l'activité non négligeable de
chirurgie carcinologique dans notre structure et la période d’inclusion s’étalant sur
10 ans, de 2008 a 2018, l'incidence des tumeurs osseuses malignes chez 'enfant,
bien que supérieure a lincidence chez l'adulte, reste faible. Ceci a eu pour
conséquence un manque de puissance statistique pour mettre en évidence des
différences malgré des résultats prometteurs. Il serait intéressant de se rapprocher
d’équipes mettant en ceuvre les mémes principes chirurgicaux dans la prise en charge
de ces patients afin d’augmenter rapidement l'effectif et de faire apparaitre des

résultats plus significatifs.

Malgré ces limites, notre série présente I'avantage d’'une grande homogénéité de par
I'inclusion uniquement de cas pédiatriques avec un diagnostic (tumeur osseuse
maligne), un site anatomique (fémur), et une technique de reconstruction (greffon

fibulaire vascularisé) uniques. Il apparait ainsi que la poursuite de I'inclusion de ces
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patients au cours des prochaines années associée a l'analyse des résultats post-
opératoires radiologiques et fonctionnelles de ces reconstructions particulierement

exigeantes permettrait de continuer a améliorer nos pratiques.
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CONCLUSION

La prise en charge chirurgicale des tumeurs osseuses malignes primitives au fémur
chez I'enfant par reconstruction intercalaire représente un défi thérapeutique majeur.
Les résultats a court et moyen terme peuvent parfois apparaitre décevants tant les
attentes fonctionnelles sont élevées dans cette population. Les difficultés techniques
sont importantes et les complications fréquentes mais de bons résultats sont
majoritairement atteints au prix d’'une ou plusieurs interventions supplémentaires avant
la reprise de la marche avec appui complet et idéalement la reprise sportive. |l faut
toutefois garder a 'esprit qu’il s’agit d’'une chirurgie de sauvetage de membre dans le
cadre d’'une maladie au pronostic de survie a 5 ans en constante amélioration mais
toujours entaché d’'une mortalité importante.

L’objectif poursuivi est d’obtenir un résultat fonctionnel satisfaisant avec une longévité
que I'on peut espérer a vie. A ce titre, l'utilisation d’'un greffon fibulaire vascularisé
apparait comme une technique fiable et associée a une morbidité faible au site
donneur, le plus souvent transitoire. L’ajout d’'une allogreffe en manchon et I'utilisation
primaire d’une entretoise en ciment apportent des qualités supplémentaires au projet

de reconstruction a long terme.

Notre proposition semble offrir une séquence de traitement intéressante compte-tenu
des avantages cumulés des différentes options mises en ceuvre au cours de la prise
en charge des tumeurs malignes au fémur chez I'enfant. En raison de la faible
population de notre série et du manque de puissance statistique associe, il est
cependant difficile de conclure a une stratégie optimale et il nous semble intéressant
de réaliser une nouvelle étude portant sur un plus grand nombre de cas, au besoin

multicentrique, afin de confirmer nos résultats.
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ANNEXES

Annexe 1

Cas n°15
A : Ostéosarcome du fémur distal droit, &ge au diagnostic :15 ans
B : Résection et mise en place de I'entretoise

C : Reprise a 6 mois : greffon fibulaire vascularisé et allogreffe
D : Radiographie de contrdle a 1 an
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RESUME

Introduction : La reconstruction des pertes de substance osseuses lors de la résection
tumorale intercalaire au fémur chez I'enfant reste un défi chirurgical majeur. Parmi les
techniques disponibles, la greffe osseuse de fibula vascularisée est largement utilisée.
Une allogreffe massive peut lui étre associée et la mise en place d’'une entretoise en
ciment lors d’'un premier temps pourrait améliorer les résultats. L’intérét serait alors
triple : assurer un haut potentiel de consolidation et une stabilité primaire tout en évitant
les effets délétéres de la chimiothérapie.

Matériel et méthodes : Il s’agit d’'une étude rétrospective menée dans le service de
Chirurgie Orthopédique et Pédiatrique du CHU de Marseille. Ont été inclus les patients
mineurs ayant bénéficié, entre 2008 et 2018, d’'une reconstruction par greffon fibulaire
vascularisé aprés résection intercalaire de tumeur osseuse maligne au fémur. Les
données per-opératoires, le type de greffe, la mise en place ou non d’une allogreffe et
d’'une entretoise en ciment ont été analysés. Pour chaque reconstruction, le délai de
consolidation, le pourcentage d’hypertrophie du greffon, en fonction du type de greffe
et de la séquence chirurgicale, ont été analysés. Enfin, la survenue de complications
au site donneur et au site receveur a été rapportée.

Résultats : Au total, 15 patients ont été inclus avec un age moyen au moment de la
chirurgie de 11,8 ans. La durée de suivi moyenne était de 4,7 ans. La longueur
moyenne de la piece de résection tumorale était de 18,7cm tandis que la longueur
moyenne du prélévement fibulaire était de 18,1cm. La résection était proximale dans
4 cas, diaphysaire pure dans 3 cas, et distale dans 8 cas. Le greffon utilisé était simple
dans 6 cas, manchonné dans 9 cas et une entretoise en ciment a été mise en place
dans 6 cas. Deux patients sont décédés au recul. Une pseudarthrose est survenue
chez 7 patients (47%). La consolidation a été acquise chez 9 patients sur 15 en 17,8
mois en moyenne. Une reprise chirurgicale a été nécessaire chez 12 patients et le
nombre moyen de reprise par patient était de 1,5. La reprise de la marche avec appui
total a eu lieu a 14,1 mois en moyenne. L’hypertrophie moyenne du greffon fibulaire
en cas de mise en place d’entretoise était de 39% au dernier recul contre 9% en
I'absence d’entretoise (NS).

Conclusion : L’association d’'un greffon fibulaire vascularisé manchonné dans une
allogreffe et de la mise en place primaire d’'une entretoise en ciment semble étre une
séquence thérapeutique prometteuse malgré la survenue de complications et la
nécessité d’'une ou plusieurs reprises chirurgicales. Ces résultats préliminaires doivent
étre confirmés par une étude de plus grande ampleur.

Titre en anglais : Reconstruction of femoral bone defect after malignant bone tumor
excision by vascularized fibula graft in children: a retrospective review of 15 cases.

Mots-clés : tumeur osseuse maligne, fémur, enfants, greffon fibulaire vascularisé,
allogreffe massive, entretoise en ciment.
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