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RESUME

Introduction : L’hypermobilité articulaire généralisée (GJH) est le signe principal du syndrome
d’hypermobilité articulaire (JHS) et du syndrome d’Ehlers-Danlos type III hypermobile (EDS III). Le

mouvement peut se trouver altéré chez ces personnes, par ses différents systémes touchés.

Objectif : Comparer la force maximale et I’activation musculaire entre les adultes avec GJH, JHS ou

EDS III et les adultes sains.

Méthodologie : Les bases de données CINAHL, PUBMED, EMBASE et PEDRO ont été consultées
pour sélectionner les articles aprés définition des critéres d’inclusion (dynamométre isocinétique ou
¢électromyographie, groupe étude adulte avec score de Beighton > 4/9). Six études quantitatives

transversales non-expérimentales ont été retenues.

Résultats : Par rapport au groupe contrdle. Une diminution globalement significative de force maximale
des fléchisseurs et extenseurs du genou a été observée dans deux études chez les personnes avec GJH
(n=71) et deux études chez des JHS/EDS III (n=83), ainsi que des extenseurs du coude chez les hommes
GJH dans une étude (n=25). L’activation musculaire n’est diminuée significativement que dans certains
muscles dans une étude chez les femmes GJH (n= 128) a la montée et descente des escaliers. La marche

n’a pas montré de différences d’activation entre les groupes.

Conclusion : Cette revue permet de souligner 1’intérét probable d’une prise en charge incluant le
renforcement musculaire chez les personnes atteintes de GJH/JHS/EDS 111, et suggére de ce fait de

futures études sur I’efficacité d’un tel programme.

Mots-clés : Hypermobilité, Syndrome d’hypermobilité articulaire, Ehlers-Danlos type hypermobile,

Electromyographie, Dynamométre isocinétique, Force, Activation musculaire.



ABSTRACT

Introduction : Generalized joint hypermobility (GJH) is the major sign of the joint hypermobility
syndrome (JHS) and of the Ehlers-Danlos syndrome hypermobility type III (EDS III). Among those

people, movement can be altered, because of the different affected systems.

Purpose : To compare the maximal strength and the muscle activation between adults with GJH, JHS

or EDS III and healthy controls.

Methodology : The following databases were consulted : CINHAL, PUBMED, EMBASE and PEDRO,
to select studies according to the defined inclusion criterias (isokinetic dynamometer or surface
electromyography, adults with a Beighton score > 4/9). Six quantitative cross-sectional and non-

expermimental studies have been selected.

Results : In relation to the control group. A global significant decrease in maximal strength of the knee
extensors/flexors muscles is shown in two studies for 71 cases with GJH and two studies for 83 cases
with JHS/EDS 111, and of the elbow extensors for 25 male with GJH in one study. Only a few muscles
show significant decreased muscle activation for 128 women with GJH during stair ascent and descent.

No differences were found in muscle activation between groups during gait.

Conclusion : This literature review highlights the possible interest in a muscle strengthening
intervention in clinical care practice for patients with GJH/JHS/EDS III and thereby suggests future

studies about the effectiveness of a muscle strengthening program.

Key-words : Joint instability, Joint hypermobility syndrome, Ehlers-Danlos syndrome hypermobility

type, Electromyography, Isokinetic dynamometer, Strength, Muscle contraction.
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LISTE DES ABREVIATIONS

GJH = Hypermobilité articulaire généralisée (Generalized Joint Hypermobility)

JHS = Syndrome d’hypermobilité articulaire (Joint Hypermobility Syndrome)

EDS III = Syndrome d’Ehlers-Danlos type III hypermobile

HDCT = Maladies héréditaires du tissu conjonctif (Heritable Disorder of Connective Tissue)

CM = Contrdle moteur



1 INTRODUCTION

L’hypermobilité articulaire généralisée (GJH) est principalement connue comme engendrant une
laxité articulaire laissant la possibilité aux articulations d'atteindre des amplitudes au-dela de la norme.
Elle peut affecter le quotidien des personnes atteintes et peut prédisposer a des blessures articulaires,
des dislocations, de I’arthrose, des arthralgies ou myalgies (Grahame, 1990). Lorsqu’en plus du GJH, la
personne présente des symptomes, tel que des douleurs chroniques, on parle de syndrome
d’hypermobilité articulaire (JHS) dont les atteintes sont multi systémiques. Les atteintes du syndrome
d’hypermobilité articulaire sont considérées similaires a celles de la maladie d’Ehlers-Danlos type 111
hypermobile (EDS III). Dans cette revue de la littérature, ces deux pathologies seront regroupées sous
le terme de JHS/EDS III, comme le font la plupart des auteurs (Grahame & Keer, 2003).

Ces pathologies sont peu connues et par conséquent parfois mal prises en charge par les
thérapeutes (Gurley-Green, 2001). Le JHS altere différents systémes intervenant dans le mouvement,
comme le contréle sensori-moteur (Fatoye et al., 2009), le contréle neuromusculaire (Simmonds & Keer,
2007) et la proprioception (Smith et al., 2013), ce qui pourrait mener a un risque accru de blessures
(Corkery et al., 2014).

Cependant, il persiste encore quelques lacunes concernant ’influence de I’hypermobilité
articulaire sur la force et I’activation musculaire. Ces éléments influencent également le mouvement et
le controle de celui-ci. La comparaison de la force maximale et de 1’activation musculaire entre les
adultes atteints d’hypermobilité articulaire généralisée ou de syndrome d’hypermobilité

articulaire/Ehlers-Danlos type III et les adultes sains est 1’objectif de cette revue de la littérature.

2 CADRE THEORIQUE

2.1 Définitions : Hypermobilité généralisée, syndrome

d’hypermobilité articulaire et syndrome d’Ehlers-Danlos type I11

Les maladies de la famille des pathologies héréditaires des tissus conjonctifs (HDCT) affectent
les geénes qui encodent la matrice des différents tissus conjonctifs du corps tel que 1'¢lastine, la tenascine,
la fibrilline et le collagene. Cela affecte les tissus en créant une fragilité et une laxité constitutionnelle,
entrainant des anomalies structurelles et des anomalies du schéma biomécanique des articulations. Le
GJH et le JHS/EDS III font partie de ces atteintes (Grahame & Keer, 2003, p.15). Le GJH entraine une
laxité des tissus tels que la capsule articulaire, les tendons, les muscles, la peau mais aussi les organes
et les vaisseaux sanguins, tous constitués de tissu conjonctif. Le GJH n’est pas une pathologie mais un
signe attestant d’une laxité tissulaire, bien qu’il puisse parfois étre source de douleurs (Colombi et al.,
2015). En effet, environ 3.3% de femmes et 0.6% d’hommes avec GJH développent des douleurs dans

les membres inférieurs et les épaules (Jindal et al., 2016).



Lorsqu’en plus se manifestent d’autres symptomes, répertoriés a 1’aide de critéres précis, on
parle de syndrome d’hypermobilité articulaire (JHS) aux atteintes semblables au syndrome d’Ehlers-
Danlos type III hypermobile (EDS III) (Colombi et al., 2015 ; Tinkle et al., 2009). L’EDS III est ’'une
des HDCT la plus fréquente avec le syndrome de Marfan, méme s’il persiste encore des lacunes dans
les connaissances de cette maladie (Castori et al., 2014). Cette pathologie est principalement définie par
I’association de deux critéres majeurs : 1’hypermobilité articulaire généralisée et une peau tres fine et
extensible (Colombi et al., 2015). La maladie d'Ehlers-Danlos se déclinait autrefois en onze différents
types (Beighton et al., 1998), dont six types ont été conservés dans la classification actuelle révisée de
Villefranche (Colombi et al., 2015). L’EDS III a en réalité un large spectre clinique, dont les phénotypes
varient des moins aux plus séveres (Rombaut et al., 2012). Le JHS est une condition distincte de I’EDS
III, bien que ces deux pathologies aient des manifestations multi systémiques considérées comme

semblables par de nombreux auteurs (Colombi et al., 2015 ; Kirk et al., 1967).

2.1.1 Prévalence

La prévalence du GJH est estimée a 5% chez les femmes et 0,6% chez les hommes (Simpson,
20006). Les chiffres divergent légeérement selon les études, mais les femmes restent plus touchées que les
hommes. L’ethnie influe sur le GJH, les populations asiatiques et africaines ont respectivement une plus
forte tendance a I’hypermobilité généralisée (25%) que les populations caucasiennes (10%)
(Hanewinkel-van Kleef et al., 2009 ; Beighton et al., 1998 ; Russek et al., 1999). La prévalence du GJH
est plus €levée chez les enfants que chez les adultes et diminue avec 1’age, mais ceci ne signifie pas que
la prévalence du JHS/EDS III diminue également (Beighton et al., 1973 ; Bridges et al., 1992 ; Larsson
etal., 1993 ; Russek et al., 1999).

La prévalence du JHS/EDS III varie largement selon les études disponibles. Elle est difficilement
accessible et moins fiable que celle du GJH, ce qui est probablement di aux difficultés a poser les
diagnostics de JHS ou d’EDS III (Grahame et al., 2000). Sahin et al. (2008) propose une prévalence
pour le JHS de 0.6 a 3.1% chez les adultes, les femmes étant cing fois plus touchées que les hommes.
Arkadiusz et al. (2013) a évalué la prévalence du JHS/EDS III a 28% dans une population de jeunes
femmes agées de 16-18 ans. Afin d’établir une estimation pour la population globale, la proposition
d’Orphanet, (2017), portail des maladies rares en Suisse, propose une prévalence de 1-5/10°000 pour le

JHS/EDSIIIL

2.1.2 Diagnostic
Il n’y a pas de moyens instrumentaux, ni moléculaires pathognomoniques découverts a ce jour
pour diagnostiquer ces pathologies. La découverte des génes impliqués reste encore une piste pour le
futur (Colombi et al., 2015).
Le dépistage de I’hypermobilité généralisée se fait grace au score de Beighton (c.f. Figure 1). Ce

score, sur un total de 9 points, est basé sur cinq mouvements : I’extension passive de I’auriculaire >90°;
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I’opposition passive du pouce sur la partie antérieure de 1’avant-bras ; I’hyper extension des coudes au-
dela de 10° ; I’hyper extension des genoux au-dela de 10° et la capacité de poser la paume des mains a
plat sur le sol, en flexion du tronc et des hanches, avec les genoux tendus (Jensen et al., 2013). Le seuil
pour déterminer I’hypermobilité articulaire généralisée est situé a 4/9 dans les critéres de Brighton et
varie selon les auteurs, allant de 4/9 jusqu’a 6/9. Ce score n’a pas été pensé pour la pratique clinique, il
n’évalue que quelques articulations et ne quantifie pas le degré d’hypermobilité. Cependant il présente

I’avantage de pouvoir étre administrée en 30 secondes (Simmonds et al., 2007).

Figure 1. Score de Beighton, (Clinch et al., 2011).

The
Beighton

score

Belghton's
modification of the
Carter and Wilkinson
scoring system, Give
youself 1 point for
each of the
ManoeuUvres you can
do, up to a maximum
of 9 points.

SCORE
Left Right
1, Can you put your hands flat on the floor with your knees straight? ... 1
2. Can you bend your elbow backwards? ......
3. Can you bend your knee backwards? ...
4, Can you bend your thumb back on to the front of your forsanm? ......
5. Can you bend your little finger up at 907 [right angles) ta the back of your hand? ...

1 1
| 1
1 1
1 1

9
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Le diagnostic du JHS est pos¢ principalement grace aux critéres de Brighton (c.f. Figure 2) dont
le score de Beighton est un élément. Les criteéres de Brighton sont validés pour une population adulte de
16 a 85 ans (Grahame et al., 2000). Le JHS et ’EDS III sont souvent des diagnostics d’exclusion lorsque
la personne ne remplit pas les critéres pour une autre HDCT. L’EDS III est déterminé a 1’aide des critéres
de Villefranche, qui répertorient les différentes caractéristiques de six types historiques (sur onze types
existants) de la maladie d’Ehlers-Danlos. Pour I’EDS 111, cette classification est déclinée en critéres
majeurs (hypermobilité généralisée avec un score de Beighton > 4/9 et/ou hyper extensibilité/fragilité

de la peau) et mineurs (dislocations articulaires a répétition et/ou douleurs musculo-squelettiques



chroniques et/ou histoire familiale positive) (Colombi et al., 2015). On peut remarquer que les critéres

diagnostics du JHS et de I’EDS 111 sont trés semblables sur le point musculo-squelettique.

Figure 2 : Criteres de Brighton (Traduction libre d’un tableau de Simmonds et Keer, 2007 issu de

Grahame et al., 2000).

Critéres de Brighton pour diagnostic du syndrome d’hypermobilité (Grahame et al., 2000)

Critéres majeurs

1. Un score de
Beighton > 4/9
(actuel ou pass¢)

2. Arthralgie de 3
mois ou plus dans
minimum 4
articulations

Critéres mineurs

1. Un score de Beighton de 1 a 3/9. (0,1,2,3/9 si
> 50ans)

2. Arthralgie de min. 3 mois, dans 1 a 3
articulations. Ou une douleur dorsale de min. 3
mois. Présence d’une spondylose ou
spondylolythésis

3. Luxation/subluxation d’une articulation ou

Remarque générale

Le BJHS est diagnostiqué en
présence de 2 critéres majeurs
ou 1 critére majeur et 2 critéres
mineurs ou 4 critéres mineurs.
2 critetres mineurs seuls
suffisent lorsqu’il y a un
membre de la famille de 1¢
degré atteint (pére, mére, sceur,

plus d’une fois d’une seule articulation frére, enfant).

Le BJHS est exclu lors de la
présence du syndrome de
Marfan ou d’Ehlers-Danlos a
I’exception du type
hypermobile (type III).

4. Rhumatisme des tissus mous (épicondylite,
ténosynovite, bursite...)

5. Phénotype marfanoide (grand, fin,
envergure/taille > 1.03, ratio MS/MI < 0.89,
arachnodactylie

6. Stries cutanées anormales, hyper extensibilité
cutanée, peau fine

7. Signes oculaires: Myopie, paupieres
tombantes, inclinaison anti-mongoloide Note : Les critéres majeur 1 et
. b
8. Varices veineuses ou hernie ou prolapsus MMeur I s’excluent. Les
G critéres majeur 2 et mineur 2
s’excluent.

MI = membre inférieur, MS = membre supérieur, BJHS = syndrome d’hypermobilité articulaire bénin.

2.1.3 Symptémes et impacts sur la vie quotidienne

Comme explicité précédemment, le GJH est un signe, non une maladie (Castori et al., 2012). La
majorit¢ des personnes hypermobiles n’est pas symptomatique outre la laxité tissulaire et
I’hypermobilité articulaire. Ces personnes peuvent méme tirer avantage de leur laxité dans le cadre de
sports tel que la danse, la gymnastique ou d’autres sports nécessitant de grandes amplitudes de
mouvements (Scheper et al., 2013 ; Day et al., 2011). Cependant, d’autres ne savent jamais jusqu’ou
pousser leurs limites dans leurs activités, de peur de se blesser (Terry et al., 2015). Une partie des
personnes GJH présente donc des symptomes, comme par exemple des douleurs d’une durée inférieure
a trois mois, ce qui ne leur octroie pas le diagnostic de JHS selon les critéres de Brighton. Dans cet
intervalle de temps, elles sont considérées comme GJH “symptomatiques”. De plus, le GJH est associé
a un risque augmenté de plaintes musculo-squelettiques comme des rhumatismes des tissus mous, de
I’arthrose, des arthralgies, des luxations, des subluxations et des blessures du ligament croisé antérieur

(Jensen et al., 2013).



Contrairement aux personnes avec GJH, les personnes atteintes de JHS/EDS 11l sont par définition
symptomatiques. Elles peuvent, par exemple, souffrir de fatigue et de douleurs chroniques fortes a
modérées (Colombi et al., 2015 ; Terry et al., 2015 ; Sacheti et al., 1997 ; Smith et al., 2013). Hakim &
Sahota (2006) proposent des symptomes additionnels liés au syndrome d’hypermobilité articulaire, tels
que des troubles fonctionnels de I’intestin et des troubles autonomes (cardio-vasculaires, laxité des
vaisseaux sanguins, palpitations, nausées, fatigue, dysrégulation de la température, troubles
orthostatiques). Les personnes atteintes peuvent aussi étre en perpétuelle recherche de la position de
leurs membres, ce qui s’explique aisément par une diminution de proprioception fréquemment retrouvée
(Terry et al., 2015 ; Smith et al., 2013).

Le JHS/EDS III a également des répercussions psycho-sociales. En effet, il a été démontré une
plus forte vulnérabilité a I’anxiété, aux phobies et a la dépression chez ces personnes (Smith et al., 2014).
Les personnes atteintes de ces pathologies peuvent exprimer des douleurs constantes qui rendent
somnolent et épuisé. La douleur est d’autant plus mal vécue lorsque les soignants ne reconnaissent pas
la pathologie et ne comprennent pas les signes et symptomes liés (Terry et al., 2015 ; Gurley-Green,
2001). Il a été reporté chez les personnes souffrant du JHS un besoin de reconnaissance de leur maladie
ainsi que d’un diagnostic qui puisse leur permettre d’identifier le probléme et agir contre celui-ci (Terry
et al., 2015). Il est donc important de constater que le JHS/EDSIII affecte la vie de personnes qui en
souffrent de manicre globale, tant dans leur relation avec les autres que dans celle avec leur corps et

dans leur vie quotidienne.

2.1.4 Traitements

Il persiste un manque quant a la littérature spécifique a la réhabilitation du GJH, probablement
parce que ces personnes n’ont que peu ou pas de symptomes (Jindal et al., 2016) et de ce fait ne
consultent pas ou peu.

Selon la littérature, la réhabilitation conservatrice du JHS est efficace en physiothérapie pour
traiter les principaux symptomes mentionnés, la prise en charge et la prévention de la douleur étant les
objectifs primaires (Keer & Simmonds, 2011 ; Celletti & Camerota, 2013). Les interventions suivantes
ont montré de bons résultats chez les JHS : la rééducation posturale (Booshanam et al., 2011), la
rééducation proprioceptive (Ferrell et al., 2004) et I’hydrothérapie (Rombaut et al., 2010).

Castori et al. (2012) suggérent la thérapie cognitivo-comportementale en plus de la physiothérapie
et Keer & Simmonds (2011) I’ajout d’orthéses pour la prévention des blessures ou dans un intérét
fonctionnel. Finalement, en regard de la complexité de la pathologie, une prise en charge
multidisciplinaire est vivement conseillée (Castori et al., 2012). Cependant, dans le cas de ’EDS II1, il
est nécessaire d’effectuer des recherches spécifiques a la chirurgie et la réhabilitation conservatrice qui

ont des résultats mitigés a ce jour (Rombaut et al., 2011).



2.2 Activation et force musculaire

2.2.1 Physiologie de la contraction

Il existe trois sortes de tissu musculaire : squelettique, cardiaque et lisse. Le tissu musculaire
squelettique est le seul soumis au contrdle volontaire du systéme nerveux, bien qu’il puisse aussi étre
activé par des réflexes. Les cellules des muscles squelettiques, appelées fibres musculaires, sont
enveloppées et maintenues ensemble par différentes couches de tissu conjonctif dense. Les tendons, qui
relient les muscles aux os, sont composés presque entierement de collagene, qui est un type de tissu
conjonctif.

Une fibre se contracte en étant stimulée par une terminaison nerveuse motrice et en propageant
un signal électrique appelé potentiel d’action, grice aux différents récepteurs situé¢s a la jonction
neuromusculaire. Une séquence d'événements survient entre le signal électrique regu et la contraction
proprement dite, dénommée couplage excitation-contraction. Un neurone moteur peut innerver plusieurs
fibres, formant un ensemble appelé unité motrice (Marieb, 2008).

La force de la contraction musculaire est dépendante du nombre de fibres musculaires contractées
(intensité), de la taille du muscle, du type de contraction, des éléments élastiques en série et du degré
d’étirement du muscle. La contraction est maximale lorsque toutes les fibres du muscle sont atteintes
par l'influx nerveux, on parle dans ce cas de force maximale ou pic de force. Les mécanismes
physiologiques sous-jacents aux fluctuations de la force dépendent du taux et de la synchronisation de
décharge entre les différentes unités motrices. Cette fluctuation dépend du groupe musculaire impliqué
dans la tache, du type de contraction, de I’intensité de la contraction et du niveau d’activité physique du

sujet (Enoka et al., 2003 ; Marieb, 2008 ; Sy et al., 2013, p.154).

2.2.2 Les outils de mesure de I’activation et de la force musculaire

L'électromyographie

L’¢électromyographie (EMG) est I'outil le plus fiable pour mesurer 1’activation musculaire
pendant les activités fonctionnelles ou I’exercice (Basmajian & De Luca, 1985). Cet outil détecte
I’activité électrique du muscle au travers d'électrodes par la mesure des potentiels d’action. Il existe deux
types d’enregistrements électromyographiques ; Les électrodes intramusculaire et les électrodes de
surface. Les premiéres constituent le meilleur choix pour les muscles profonds et les muscles superficiels
avec cependant une grande course pouvant causer le déplacement des électrodes de surface et fausser la
mesure (Hackett et al., 2014). Les secondes effectuent un enregistrement de surface. La mesure peut étre
faussée par le déplacement des téguments, cependant 1’électrode effectuera une mesure sur une surface
plus importante. Elle est par conséquent plus représentative de 1’activité générale du muscle. (Basmajian

& DeLuca, 1985).



Le dynamomeétre isocinétique

Le dynamométre isocinétique est le gold-standard pour les mesures de force musculaire, de force
maximale, d’endurance, de puissance et d’angle de force maximale (Maffiuletti et al., 2007 ; Stark et
al., 2011). Cet outil permet des mesures précises, reproductibles et de haute fiabilité (Feiring et al, 1990).
L'appareil impose une vitesse angulaire constante, pré-programmée par 1’évaluateur, contre laquelle la
personne fait I’effort. Cette derniere est assise, dans une position standardisée en fonction du groupe
musculaire évalué. L’appareil peut évaluer des contractions concentriques, excentriques et isométriques.
Finalement, un ordinateur relié au dynamomeétre recueille les données et permet une analyse fine de

I’exercice effectué.

2.3 Impact de I’hypermobilité articulaire : état de la littérature

L hypermobilité articulaire touche plusieurs systémes, dont une partie est impliquée dans le
mouvement. La force et I’activation musculaire ont une influence sur le mouvement. Lorsque le controle
de celui-ci est altéré, on retrouve un plus grand risque de blessures (Corkery et al., 2014). Avant de
s’intéresser aux différents systeémes liés au contréle moteur altérés par 1I’hypermobilité articulaire, il est
nécessaire de définir le mouvement et les différents mécanismes mis en jeu, afin de comprendre en quels

termes il pourrait étre touché chez les personnes hypermobiles.

2.3.1 Le mouvement

Le cerveau régule le mouvement grace au contrdle moteur (CM), qui est un ensemble de plusieurs
composantes qui interagissent entre elles (Kerlirzin et al., 2009 ; Myers et al., 2006).

Avant et pendant le mouvement, les mécanorécepteurs des muscles, de la capsule articulaire, des
tendons, des ligaments et de la peau, permettent de déterminer la position des articulations, leur
mouvement (kinesthésie) et leur résistance a la force par les voies afférentes. Ceci pour que les muscles
produisent la force adéquate a I’action motrice désirée et pour garantir le maintien de la posture. Ceci
définit la proprioception (Rombaut et al., 2010 ; Smith et al., 2013).

Le contrdle sensori-moteur englobe les informations sensorielles, leur intégration dans le systéme
nerveux central, les processus impliqués et la commande motrice induite, dans le but de maintenir la
stabilité articulaire. Il contrdle I'interaction entre les composantes statiques (articulations) et dynamiques
(muscles) pour garantir une stabilit¢ durant le mouvement. Ce systéme inclut le contrdle
neuromusculaire, qui est I’activation des muscles en préparation (Feedforward) et en réponse (Feedback)
aun mouvement de I’articulation concernée, ¢galement dans le but du maintien de la stabilité articulaire.
(Myers & Lephart, 2000 ; Myers et al., 2006).

Durant le mouvement, une posture adéquate du corps est maintenue grace au contrdle postural,
qui englobe le tonus musculaire et la stabilisation des articulations (Galli et al., 2011). Lorsqu’on parle

du mouvement et de son évolution sur le long terme, il est important de mentionner que le controle



moteur est également influencé en paralléle par le mécanisme de plasticité corticale qui est la capacité
du cortex sensori-moteur a se réorganiser apres une lésion ou durant I’apprentissage de nouvelles
compétences motrices. Chez les sujets sains, la représentation d’un muscle dans le cortex moteur change
aprés des contractions volontaires répétées (Liepert et al., 1999). La coordination des mouvements
sélectionnés et des différentes parties du corps entre aussi en jeu (Kerlizin et al., 2009).

L’aspect psychologique et cognitif a aussi son influence sur le mouvement. La douleur et la peur
du mouvement chez les personnes atteintes de pathologies chroniques peuvent avoir une influence sur
le controle moteur (Hodges & Smeets, 2015 ; Massé-Alarie et al., 2016).

En conclusion, pour produire un mouvement, le systéme de contrdle moteur devra gérer, dans un
contexte cognitif et émotionnel donné, les informations sensorielles qui se modifient au cours de
I’action. Puis, aprés transformation par le cerveau en une réponse motrice adaptée au but visé, il devra
favoriser la coordination des mouvements sélectionnés et des différentes parties du corps. Ceci en

ajustant et controlant la posture (Kerlirzin et al., 2009).

2.3.2 Hypermobilité et mouvement : I’influence de ’activation musculaire

L’influence de I’hypermobilité¢ articulaire sur certaines composantes intervenant dans le
mouvement a ¢t¢ démontrée. L’hypermobilité articulaire compromet la stabilité statique des
articulations, puisqu’elle altére leur structure, principalement par modification du collagéne (capsule
articulaire, ligaments...). De plus, il a été¢ avancé que les composantes dynamiques, contrdlées par le
systétme nerveux central et périphérique, sont aussi altérées. (Ferrell et al., 2007). Une revue
systématique de Smith et al. (2013) a mis en évidence une altération de la proprioception chez les
personnes atteintes de JHS. En effet, selon Ferrell et al. (2004), dans le JHS, le processus de stabilisation
dynamique des articulations est inhibé par une réponse anormale des mécanorécepteurs. Elle serait due
a une position extréme et hors norme des articulations (laxité des structures). Les articulations envoient
des informations “faussées” au systéme nerveux central. Ceci meéne a des microtraumatismes a répétition
Ferrell et al. (2004). Chez les individus hypermobiles, une proprioception et un contrdle
neuromusculaire altérés contribuent a un risque accru de blessures (Soper et al., 2015 ; Simpson et al.,
2006). On compte par exemple les dislocations articulaires, les tendinopathies et les ruptures
ligamentaires (Grahame & Keer, 2003 ; Russek et al., 1999 ; Simpson et al., 2006).

Il y a également une altération du controle postural chez les personnes hypermobiles, ce qui rend
le maintien de I'équilibre plus difficile. (Soper et al., 2015 ; Rombaut & al., 2011 ; Galli et al., 2011).

Le syndrome d’hypermobilité articulaire est source de différents symptomes, dont les principaux
sont les arthralgies (Hanewinkel-vanKleef et al., 2009). Celles-ci peuvent influencer le contréle moteur,

en générant une kinésiophobie et de ce fait une peur du mouvement.

L’influence de I’hypermobilité articulaire sur I’activation musculaire est moins claire et 1’état de

la littérature sur le sujet est moins complet. Concernant la force musculaire, on sait que dans le JHS, les



troubles autonomes meénent souvent a une inactivité qui induit un déconditionnement et une fonte
musculaire (Soper et al., 2015). Plusieurs études ont investigué la relation entre la laxité ligamentaire et
le statut fonctionnel (Sahin et al., 2008 ; Van der Esch et al., 2006). Galli et al., (2011) mentionnent que
dans EDS III, la laxité ligamentaire méne également a des difficultés de transmission de force
musculaire, une hypotonie musculaire et une instabilité du mouvement lors des postures maintenues.
L’hypotonie musculaire chez les personnes atteintes de JHS/EDS III influence les informations
sensorielles sur la posture et le mouvement, et peut de ce fait générer des phénomeénes de co-contraction
et de réactions posturales exagérées (Rogind et al., 2003). Ces phénomenes de co-contraction, peuvent

étre dus a une plus grande nécessité de stabilisation des articulations.

Il est probable que chez les JHS, la contraction volontaire du muscle lié a I’articulation
douloureuse ne se fasse pas avec l’intensité nécessaire, ce qui pourrait expliquer une faiblesse
musculaire potentielle. (Fatoye et al., 2009). Une étude de Yao et al. (2000) décrit que les personnes
atteintes d’hypermobilité articulaire généralisée ont un moins bon contrdle de la force di a la
désynchronisation des décharges des unités motrices. On peut de ce fait hypothétiser qu'une faiblesse
musculaire peut étre retrouvée chez les personnes hypermobiles, ainsi qu’une activation musculaire

diminuée.

Les muscles et les tendons, comme cité précédemment, sont constitués en partie de tissu
conjonctif (Marieb, 2008). Puisque le GJH et le JHS/EDS I1I atteignent le tissu conjonctif, une hypothése
de cette revue est que la fonction musculaire peut s’en trouver différente chez les personnes

hypermobiles comparées aux personnes normo mobiles.

3 PROBLEMATIQUE

L’hypermobilité généralisée est le signe principal retrouvé dans le syndrome d’hypermobilité
articulaire et le syndrome d’Ehlers-Danlos type Il (hypermobile). Ces deux pathologies provoquent des
atteintes multi systémiques. Parmi ces atteintes, on en compte de nombreuses dans le domaine musculo-
squelettique. La laxité articulaire meéne souvent les articulations a des amplitudes excessives. Ceci
résulte en de la douleur et des micro-traumatismes a répétition voir des dislocations. Il y a, par exemple,
un plus grand risque de développer de 1’arthrose quand on est atteint du syndrome d’hypermobilité
articulaire. (Grahame, 1990 ; Bridges et al., 1992 ; Jonsson et al., 1996). La prise en charge de ces
patients est complexe et des études ont déja confirmé un certain nombre d’interventions efficaces sur

certains parametres (Keer & Simmonds., 2011).

11 a été démontré que 1I’hypermobilité articulaire affecte plusieurs composantes intervenant dans
le mouvement, comme la proprioception, le contréle neuromusculaire et le contréle postural (Ferrell et

al., 2004 ; Smith et al., 2013 ; Soper et al., 2015). Cependant, la force et I’activation musculaire, qui sont



des composantes essentielles du mouvement (Marieb, 2008 ; Kerlirzin et al., 2009) sont peu étudiée
chez ces personnes-la. On peut hypothétiser que ces composantes sont également touchées par le
GJH/JHS/EDS III. Un contréle du mouvement altéré contribue a un risque accru de blessures (Corkery
et al., 2014). De plus, les muscles et les tendons étant constitués en partie de tissu conjonctif, on peut

supposer que le GJH et le JHS/EDS III ont une influence sur leur fonctionnement.

Si I’hypothése d’une diminution de force et d’une perturbation dans I’intensité de ’activation
musculaire se confirme chez les personnes GJH et/ou JHS/EDS 111, cela permettrait de proposer une
piste de traitement additionnel pour la prise en charge en physiothérapie, traditionnellement orientée
entre autres sur la proprioception et la gestion des douleurs. Ceci dans I’intérét d’améliorer le controle
du mouvement et de diminuer le risque de blessures. Des recherches complémentaires sont encore

nécessaires.

Cette revue de la littérature a pour objectif de comparer 1’activation musculaire et la force
musculaire entre les adultes avec hypermobilité généralisée ou atteintes du syndrome d’hypermobilité

articulaire/Ehlers-Danlos type 111 et les adultes sains.

3.1 Question de recherche

Y a-t-il une différence de force maximale et d’activation musculaire entre les adultes atteints
d’hypermobilité articulaire généralisée ou du syndrome d’hypermobilité articulaire/Ehlers-Danlos type

III et les adultes sains ?

4 METHODOLOGIE

4.1 Design

Cette étude est une revue de la littérature qui cible des études quantitatives. Les bases de données
consultées pour la recherche d’articles sont MEDLINE a travers son moteur de recherche PUBMED,
EMBASE, CINAHL et PEDRO.

La base de données PUBMED offre un grand panel d’articles, particuliérement liés au domaine
biomédical. CINAHL offre un catalogue proposant des articles liés aux sciences de la santé, soins
infirmiers, santé publique et médecine. PEDRO offre un aspect spécifique a la physiothérapie et
EMBASE bien que plus orientée vers la pharmacologie a été consultée en complément afin d’avoir acces

a littérature de la manicre la plus exhaustive possible.
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La question de recherche a été ¢laborée en s’inspirant du modele PICO a I'exception de

I’intervention car cet aspect n’est pas présent dans cette revue qui inclut des études non expérimentales

transversales. Ceci a permis de créer une liste de mots-clés adaptés (c.f. Figure 3), a ’aide de différentes

lectures, notamment un ouvrage de référence de Grahame & Keer (2003). Les mots-clés ont ensuite été

utilisés pour la recherche et I’¢laboration de descripteurs et équations de recherche. Finalement celle-ci

a été lancée dans chaque base de données (Annexe I).

Figure 3 : Liste de mots-clés

Hypermobilité/Population

Activation
musculaire/Outcomes

Outils de mesure

Syndrome d’Ehlers-Danlos type
111/3

Hypermobilité

Instabilité articulaire
Laxité articulaire
Hypermobilité articulaire
généralisée

Activation musculaire
Activité musculaire
Force musculaire

Couple de force de pointe
Contraction maximale
Contraction musculaire
Cinématique

Cinétique

Activité motrice
Controle moteur
Mouvement

Marche

Escalier

Squat
Electromyographie
Testing isocinétique
Dynamomeétre

Imagerie par résonance magnétique

fonctionnelle

Hypermobility

Joint instability

Joint laxity

Generalized joint hypermobility

Muscle activation
Muscle activity
Muscle strength
Peak torque
Maximal contraction
Muscle contraction
Kinematics
Kinetics

Motor activity
Motor control
Movement

Gait

Stair

Squat

Electromyography

Isokinetic testing
Dynamometer

Functional magnetic resonance
imaging

Mots-clés francais Mots-clés anglais

Ehlers-Danlos syndrome type 111/3
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4.2 Criteéres d’inclusion et d’exclusion

Les critéres d’inclusion et d’exclusion ont ét¢ définis aprés ’élaboration de la question de

recherche (c.f. Figure 4).

Figure 4 : Critéres d’inclusion et d’exclusion

_ Criteéres d’inclusion Critéres d’exclusion

Articles -Quantitatifs

-Disponibles dans les bases de données
-Qualité > “Acceptable” selon grille SIGN
-Anglais, Frangais, Allemand

Population -Diagnostic de GJH selon le score de Beighton >4/9  -Autres HDCT : Syndrome de
et/ou diagnostic de JHS/EDS III selon les critéres Marfan, Ostéogenese Imparfaite,
revus de Brighton autres types d’EDS
-Adultes de 16 a 85 ans (Brighton, 1998) -Hypermobilité acquise
-Mixte ou unisexe -Lésion traumatique

-Sportifs de compétition

Outils de -Electromyographie -Dynamomeétre manuel seulement

mesure -Dynamométre Isocinétique
-IRM fonctionnelle

-Activation musculaire et force musculaire

4.2.1 Critéres d’inclusion
Les sujets inclus ont entre 16 et 85 ans, ce qui correspond a la population validée pour les critéres
de Brighton (Grahame et al., 2000). Les études incluent le plus souvent des femmes de par leur
prédisposition plus importante au JHS/EDS III. Cependant, le sexe masculin n’a pas été considéré

comme critére d’exclusion pour une meilleure adéquation avec la clinique.

4.2.2 Critéres d’exclusion

Les autres HDCT, différentes de I’EDS III, telles que le syndrome de Marfan, 1’Ostéogenése
imparfaite ou d’autres forme d’EDS ont été exclues. Bien que 1’hypermobilité articulaire figure parmi
leurs symptomes, ces pathologies ont leur propre physiopathologie qui ne permet pas une comparaison
avec le GJH ou le JHS/EDSIIL

L’hypermobilité acquise a été exclue car elle ne concerne souvent qu’une articulation ou un
ensemble d’articulations précis. Elle s'acquiert de maniéres diverses telles qu’a travers le sport, le travail
ainsi que durant d’autres activités répétées.

Les lésions traumatiques ont été exclues. Les personnes saines ayant subi un traumatisme, peuvent
développer une hypermobilité articulaire focale ou instabilité. De plus, une 1ésion traumatique chez des
personnes atteintes de JHS/EDS III pourrait influer sur les résultats si le traumatisme concerne
directement ou indirectement 1’articulation évaluée dans I’étude.

Les études évaluant les sportifs de compétition n’ont pas été retenues. Elles ciblent une population
effectuant des activités répétitives et trés astreignantes pour le systéme musculo-squelettique. De plus,

il ne semble que peu pertinent de comparer une population de sportifs d’¢élite a la population générale,
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les deux n’ayant pas des caractéristiques de base similaire. Il est de ce fait plus facile de détecter les
différences dans la force musculaire qui ne sont pas dues a un entrainement sportif intensif. Les sportifs
récréatifs n’ont pas été exclus car ils représentent 64% en Suisse, une partie importante de la population
(Lamprecht et al., 2014).

Finalement, bien que le dynamomeétre manuel soit un outil pratique de par sa petite taille, sa
rapidité d’utilisation et son faible colt, particulicrement en clinique, il nécessite beaucoup
d'entrainement de la part des cliniciens pour se rapprocher de la fiabilit¢ du dynamometre isocinétique,
qui est le gold standard pour les mesures de force (Keep et al., 2016). Pour I’évaluation de la force, le
dynamomeétre manuel manque de précision par rapport au dynamomeétre isocinétique, particulierement
dans la mesure de ratios entre les grands groupes musculaires comme les fléchisseurs et extenseurs de
genoux pour lesquels les mesures sont moins valides (Muff et al., 2016). Dans la présente revue, il a été
décidé de retenir uniquement les mesures de la force maximale a ’aide du dynamometre isocinétique

(Stark et al., 2011).

4.3 Stratégie de recherche

La recherche d’articles a été effectuée de décembre 2016 a janvier 2017. Cing étapes ont été
utilisées afin de sélectionner les articles finaux (c.f. Figure 5). En premier lieu, la recherche par les
équations dans les différentes bases de données a été lancée, puis les doublons ont ét¢ éliminés avec le
logiciel Microsoft Excel 2017, v. 15.32 (17309). Une sélection par lecture des titres a permis d’éliminer
tous les articles sans lien avec le sujet de la présente revue. Des articles restants, les résumés ont été lus
pour retirer les articles qui ne correspondaient pas a la question de recherche ou aux critéres d’inclusion
et d’exclusion. Enfin, une lecture intégrale des articles restants a permis de sélectionner ceux qui
correspondaient a la question de recherche et aux critéres de cette revue. Ces étapes de sélection ont été
réalisées par les deux étudiants ensemble, argumentées et discutées avant de prendre les décisions
finales. Afin de donner une force a cette revue, il a été décidé de fixer un seuil pour la qualité des articles

retenus, ce qui a constitué la dernicre étape de sélection.
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Figure 5 : Diagramme de flux

Pubmed Cinahl Pedro Embase
1[68 4178 ZJO 4]32

1098
‘ Elimination des
doublons
1049
l Séléction par
titres
66
‘ Séléction par
abstract
23
J Lecture
intégrale
7
‘ Analyse de la
qualité

Articles retenus —> 6
— e —

4.4 Evaluation de la qualité des articles

La derni¢re étape de sélection des articles s’est faite grace a 1’évaluation de leur rigueur
scientifique. Pour ce fait, la grille utilisée est la “Scottish Intercollegiate Guidelines Network (SIGN) :
Methodology Checklist 4”. (Annexe II). La sociét¢é SIGN a lancé I’un des premiers programmes
nationaux de guidelines cliniques evidence based en Ecosse (Harbour et al., 2011). La grille utilis€e,
¢élaborée en 2012, est principalement destinée aux études cas-témoin a design quantitatif. Elle évalue les
articles principalement en fonction de la population. Elle comporte 2 sections : validité interne et
évaluation générale. Celles-ci sont divisées en 14 points, focalisés principalement sur la clarté¢ de la
question de recherche, la population sélectionnée, la comparabilité cas/contrdles, les critéres d’inclusion
et exclusion pour chaque groupe, la méthodologie et le risque de biais. Pour chaque item, il est possible
de répondre “Yes”, “No” ou “Can’t say”. Enfin, a la fin de la grille, il est possible de faire une évaluation
générale de I’article, en qualifiant 1’article de “High quality”, “Acceptable” ou “Unacceptable - reject”.

Chaque étudiant a analysé la qualité des articles séparément, puis une mise en commun a été
effectuée afin de comparer les résultats et de minimiser le risque de biais 1ié a la subjectivité. Un seuil
pour ’inclusion des articles a la présente revue a été établi a “Acceptable”. Une attention toute
particuliére a été portée aux items 1.2 (comparabilité des groupes devant étre possible) et 1.3 (criteres
d’exclusion similaires dans les deux groupes). Ces deux points ont ¢té considérés comme les plus
importants. Les conditions pour obtenir la qualification “High Quality” ont été les suivantes :

L’obtention d’un “Yes” aux items 1.2 et 1.3, ainsi qu’un “No” ou aucun au total. La qualification
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“Acceptable” a été attribuée si I’un des items 1.2 ou 1.3 avait obtenu un “No”, et/ou s’il y avait deux
“No” au total. Ont été rejetés les articles ayant obtenu “No” aux items 1.2 et 1.3, comportant trop de

biais rapportés par les auteurs et ayant obtenu plus de deux “No” au total.

4.5 Extraction des données

Apres avoir évalué la qualité des articles, une grille d’extraction de données a été réalisée, afin de
réunir les données importantes de chacun des six articles retenus. La population, les critéres d’inclusion
et d’exclusion, la méthodologie, I’analyse statistique, les biais et les conclusions des auteurs ont été ainsi
listées. La grille a été remplie pour chaque article par chaque lecteur séparément, puis comparée afin

d’étre le plus exhaustif possible.

5 RESULTATS

5.1 Articles sélectionnés

Six articles quantitatifs ont été retenus (Jindal et al., 2016 ; Juul-Kristensen et al., 2012 ; Luder
et al., 2014 ; Rombaut et al., 2012 ; Sahin et al., 2008 ; Schmid et al., 2013). Il s’agit d’études

exploratoires transversales et non-expérimentales

5.2 Description des articles sélectionnés

Un tableau contenant les données descriptives permettant une vue d’ensemble des six articles
retenus a été effectué (c.f. Figure 6). Tous les articles ont obtenu la qualification “High Quality” lors de
I’analyse de la qualité a 1’aide de la grille SIGN, sauf les ¢tudes de Rombaut et al., 2012 et Sahin et al.,
2008, qui ont obtenu la qualification “Acceptable”.

Deux articles (Jindal et al., 2016 & Juul-Kristensen., 2012) ont étudié la force maximale
volontaire (MVC) chez les personnes avec hypermobilité généralisée. Deux articles (Sahin et al., 2008
& Rombaut et al.,, 2012) ont évalué la force maximale chez les sujets atteints du syndrome
d’hypermobilité articulaire et du syndrome d’Ehlers-Danlos type III respectivement. Finalement, les
deux articles restants (Luder et al., 2014 et Schmidt et al., 2013) ont mesuré I’activation musculaire chez
les personnes avec hypermobilité généralisée grace a I’¢lectromyographie de différents muscles des

membres inférieurs, pendant la marche et les escaliers lors de la phase d’appui.
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5.2.1 Description de la population

Les études de Jindal et al. (2016), Juul-Kristensen et al. (2012), Luder et al. (2014) et Schmid et
al. (2013) incluent des sujets avec hypermobilité généralisée. Sahin et al. (2008) ainsi que Rombaut et
al. (2012) étudient des sujets atteints respectivement du syndrome d’hypermobilité articulaire et de la
maladie d’Ehlers-Danlos type I1I. L.’age des sujets inclus va de 18 a 40 ans.

Trois études sont mixtes, ¢’est a dire qu’elles incluent a la fois des hommes et des femmes. De
celles-ci, deux études ont une proportion relativement semblable d’hommes et de femmes (Jindal et al.,
2016 ; Juul-Kristensen et al., 2012), tandis que Sahin et al. (2008) présente un déséquilibre avec un
groupe de femmes beaucoup plus nombreux (32 femmes pour 8 hommes dans le groupe étude et 25
femmes pour 10 hommes dans le groupe controle). Les trois études restantes incluent pour leur part
uniquement des femmes (Luder et al., 2014 ; Rombaut et al., 2012 et Schmid et al., 2013).

Le plus grand nombre de sujets dans les groupes est présent dans les études de Luder et al. (2014)
et Schmid et al. (2013), qui ont la méme population, avec un total de 195 sujets dont 128 GJH et 67
controles. Le plus petit échantillon revient a Juul-Kristensen et al. (2012), qui ont inclus un total de 36
adultes dont 18 GJH et 18 contrdles.

Toutes les ¢tudes ont placé un seuil pour le score de Beighton a > 4/9 pour le groupe étude, ce qui
correspond au seuil des critéres de Brighton. Luder et al. (2014) et Schmid et al. (2013) I’ont fixé a >
6/9 pour définir le GJH. Il faut cependant bien faire la différence entre GJH et JHS/EDS III dans la
définition des groupes étude, bien que le score de Beighton nécessaire soit identique pour les deux
catégories. Sahin et al. (2008) inclut des sujets JHS et se base pour cela sur les critéres de Brighton.
Rombaut et al. (2012) inclut des femmes atteintes d’EDS 111, qu’il sélectionne a 1’aide des critéres de
Villefranche.

Les criteres d’exclusion retrouvés dans tous les articles sont les suivants : des 1ésions traumatiques
datant de moins de deux ans et les autres HDCT. Les deux études comprenant des sujets JHS/EDS 111
excluent I’arthrose en plus (Rombaut et al., 2012 ; Sahin et al., 2008). Rombaut et al. (2012) exclut en
plus la participation a des sports de compétition dans le groupe contrdle, tandis que Jindal et al. (2016),
Luder et al. (2014) ainsi que Schmid et al. (2013) I’excluent dans les deux groupes. Dans les articles
avec sujets GJH, les critéres d’exclusion sont similaires, avec en plus une exclusion d’un BMI > 25 dans
I’étude de Juul-Kristensen et al. (2012), et des désordres auto-immuns pour Jindal et al. (2016). Luder
et al. (2014), Schmid et al. (2013) écartent également les grossesses et les chirurgies datant de deux ans

ou moins.

5.2.2 Description de la méthodologie
Un tableau regroupe le détail des différentes méthodologies des articles (c.f. Figure 7). La mesure
de la force maximale en Nm et Nm/kg chez les personnes atteintes de GJH ou JHS/EDS III (Juul-
Kristensen al., 2012 ; Jindal et al., 2016 ; Rombaut et al., 2012 ; et Sahin et al., 2008) est effectuée a
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I’aide d’un dynamometre isocinétique. Plusieurs modes de contractions sont évalués, a différentes
vitesses angulaires.

Pour la mesure de I’activation musculaire, les deux études (Luder et al., 2014 et Schmid et al.,
2013) utilisent une EMG de surface sur chaque muscle cité afin de déterminer 1’activation musculaire
maximale en pourcentage de la force maximale volontaire durant les activités concernées. Afin de
définir une valeur de référence, Luder et al. (2014) a évalu¢ la contraction volontaire maximale des
sujets avant de mesurer I’activation musculaire. Les deux études effectuent un questionnaire de suivi
des symptomes pendant six mois aprés la procédure, afin de distinguer les sujets hypermobiles

symptomatiques des sujets hypermobiles asymptomatiques.
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5.3 Résultats par paramétre

Les résultats ci-aprés sont décrits dans le groupe ¢tude (hypermobile) par rapport au groupe
contrdle. Un graphe de synthése des résultats figure en annexe (Annexe III).

La force maximale est présentée selon le groupe musculaire évalué¢ et le mode de contraction
effectué a une vitesse angulaire déterminée. L’activation musculaire maximale est présentée lors de la
phase d’appui dans les deux activités observées. Elle a été calculée en fonction du pourcentage de force
maximale volontaire. Les différences cliniques ont été calculées en aval en relation aux résultats de

toutes les études, afin de permettre une meilleure interprétation en lien avec la clinique.

5.3.1 Force maximale GJH

Juul-Kristensen et al. (2012) démontre une force des extenseurs de genou significativement
diminuée en concentrique et excentrique chez les hommes et les femmes. Jindal et al. (2016) ne
démontre pas de différence significative de force maximale des extenseurs de genou en isométrique
entre le groupe de femmes GJH et le groupe controle. On retrouve les mémes résultats chez les hommes
sauf une diminution significative de force isométrique des extenseurs de genou_droit, normalisée aux
covariables (taille et BMI), mise en évidence dans la méme étude.

Juul-Kristensen et al. (2012) démontre en plus une diminution significative de force des
fléchisseurs de genou, en excentrique uniquement, chez les hommes et les femmes, et ne montre pas de
différence significative entre les groupes en concentrique.

Jindal et al. (2016) démontre une diminution significative de force maximale des extenseurs du
coude en isométrique chez les hommes. Cette étude ne démontre aucune différence significative de force

maximale entre les groupes de femmes GJH, autant pour la force maximale des extenseurs de coude que

de genou, en isométrique.

Groupe étude Groupe controle
Etude Groupe Vitesse Force max Nm (SD) Force max Nm (SD) D (%) P
musculaire | angulaire
Extenseurs ISO 178.1(96.2) (g) " 212.9(101.2) (g)" -16.34(g) " 0.23(g) "
de genou 188.7 (83.3) (d) " 228.3(106.7) (d) " -17.34(d) P 0.13 (d)h
155.2(73) (g) * 124.3 (69.6) (g) 24.85(g)f 0.07 (g) *
161.3(74.9) () F 145.5 (75.8) (d) f 10.85 (d) f 037"
Vitesse Force max Nm/cov (CI) Force max Nm/cov (CI) D (%) P
° angulaire
K ISO 169.9 (130.1;209.6) (g) ™ | 221.1 (181.1;260.9) ()™ | -23.16(g)" 0.08(g) "
€ 178.8 (141;216.6) (d) " 238 (200.3 ;276) (d) " 24.87 (d) " 0.03*(d)
< 152.3(1263;178.4)(g)F | 127.1(101.1;153.1) (g) f 19.82 (g) f 0.1(g)f
E 158.2 (130.8;185.5) (d) f | 148.6(121.2;175.9)(d)f 6.46 (d)f 0.6(d)f
=
= Extenseurs Vitesse Force max Nm (SD) Force max Nm (SD) D (%) P
de coude angulaire
ISO 74.8 (24.3) (g) " 97.7 (45.5) (g) " 2343 (g)h 0.03* (g)"
71.7 (23.1) (d) 97.6 (47.4) (d)" -26.53 (d)* 0.02* (d) b
489 (17.2) () * 447 (15.1) () * 93(g)f 0.26 (g)f
51.9(16.2) (d) f 48.8(17.8) (d)F 6.3(d)f 0.4(d)f
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Vitesse Force max Nm/cov (CI) Force max Nm/cov (CI) D (%) P
angulaire
ISO 71.5(56.9 ; 86.1) (g) 101 (86.4;115.7) (g) " -29.20(g)" | 0.007* (g)"
69 (53.8;84.2) (d)" 100.3 (85.1; 115.5) ()™ | -31.20(d)™ | 0.006*(d)"
48 (42.4:53.7) (g)* 455(39.9;51.2) (o) f 54(g)f 0.5(g)f
51.1(45;57.2)(d)f 49.6 (43.5;55.6)(d)f 3.02(d)f 0.7(d)f
- Groupe Vitesse Force max Nm (SD) Force max Nm (SD) D (%) P
2 «| musculaire | angulaire
£ § § Extenseurs 60°/s 152.19 (42.12) © 167.77 (49.66) © -9.28¢ <0.05%*¢
3 £ _3 de genou 200.9 (56.68) © 213.59 (55.07) © -5.94 ¢ <0.05* ¢
E S| Fléchisseurs 60°/s 67.0 (22.96) © 83.17 (26.87) © -19.44¢ >0.05¢
de genou 95.05 (31.54) ¢ 112.01 (39.07) © -15.14¢ <0.05%*¢

d= droit, g= gauche, "= hommes f = femmes, Nm/cov = Nm normalisé aux covariables (taille et BMI), ¢= concentrique, ¢=
excentrique, * = significatif (p <ou= 0.05), D (%) = différence clinique du groupe étude par rapport au groupe contrdle (100%),

ISO = isométrique.

5.3.2 Force maximale JHS/EDS III

Les études de Sahin et al. (2008) et de Rombaut et al. (2012) démontrent toute deux une
diminution significative de force maximale des fléchisseurs et extenseurs de genou a 60°/s et 180°/s en
concentrique dans les groupes étude. Sahin et al., 2008 démontrent que la force maximale des extenseurs
de genou en concentrique est significativement diminuée dans le groupe JHS. Ceci uniquement a gauche
pour les vitesses angulaires de 60°/s, 180°/s et 240°/s. Il n’a cependant pas été mis en évidence de
différence significative de force des extenseurs de genou droits entre les groupes, ainsi qu’aucune
différence significative entre les groupes pour la force maximale des extenseurs de genou gauche a

240°/s.

Sahin et al. (2008) touvent également une force des fléchisseurs de genou a gauche diminuée
significativement a 60°/s. La force maximale des fléchisseurs de genou a droite est diminuée
significativement dans le méme groupe a toutes les vitesses angulaires, ainsi que lorsque les résultats

sont normalisés aux covariables (taille et BMI).

Dans I’étude de Rombaut et al., 2012 la force des fléchisseurs et extenseurs de genou en
concentrique est significativement inférieure dans le groupe étude (EDS I1I), cela a une vitesse de 60°/s

et de 180°s. La différence clinique est davantage marquée lorsqu’elle est normalisée au BMI et varie

de 33.3% a 42.9%.

Groupe étude Groupe controle
Etude Groupe Vitesse Force max Nm Force max Nm D (%) P
musculaire | angulaire (SD) (SD)
Extenseurs 60°/s 84 (38.2) 120.0 (26.1) -30.0 <0.001%*
o de genou 180°s 56 (26.9) 79 (18.5) 292 <0.001%
§ Vitesse Force max Force max Nm/kg D (%) P
c_: angulaire Nm/kg (SD) (SD)
b 60°/s 1.2 (0.52) 1.8 (0.39) -333 <0.001%*
E 180°/s 0.8 (0.36) 1.2 (0.26) -333 <0.001%*
'§ Fléchisseurs 60°/s 44 (20.5) 69.0 (12.8) -36.2 <0.001%*
& de genou 180°/s 31.0 (16.2) 46.0 (11.7) -32.7 <0.001%*
Vitesse Force max Force max Nm/kg D (%) P
angulaire Nm/kg (SD) (SD)
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60°/s 0.6 (0.26) 1.0 (0.20) -40.0 <0.001%*
180%s 0.4 (0.22) 0.7 (0.18) -42.9 <0.001%*
Groupe Vitesse Force max Nm Force max Nm D (%) P
musculaire | angulaire (SD) (SD)
Extenseurs 60°/s 119.3 (34) (g) 144.94 (52.6) (g) -17.69 (g) 0.010* (g)
de genou 121.03 (31.42) (d) 148.57 (52.49) (d) -18.53 (d) 0.052 (d)
180°/s 86.09 (24.83) (g) 102.68 (37.7) (g) -16.15 (g) 0.020* (g)
86.11 (25.25) (d) 103.73 (37.51) (d) -16.98 (d) 0.171 (d)
240°s 79.06 (22.87) (g) 91.79 (32.59) (g) -13.86 (g) 0.043* (g)
76.46 (20.54) (d) 91.99 (33.66) (d) -16.88 (d) 0.344 (d)
Vitesse Force max Force max Nm/kg D (%) P
angulaire Nm/kg (SD) (SD)
60°/s 190.11 (40.04) (g) | 214.78 (58.53) (g) -11.48 (g) 0.028* (g)
193.27 (38.4) (d) 222.48 (55.05) (d) -13.12 (d) 0.143 (d)
w 180°/s 135.19 (29.04) (g) 153.21 (42.76) (g) -11.76 (g) 0.027* (g)
= 135.36 (30.09) (d) 154.33 (40.6) (d) -12.29 (d) 0.455 (d)
N 240°s 125.59 (26.75) (g) 136.86 (36.21) (g) -8.23 (g) 0.110 (g)
E 121.52 (22.48) (d) 136.94 (37.1) (d) -11.26 (d) 0.703 (d)
: Groupe Vitesse Force max Nm Force max Nm D (%) P
= musculaire | angulaire (SD) (SD)
& Fléchisseurs 60°/s 54.12 (20.02) (g) 63.96 (23.02) (g) -15.38 (g) 0.040* (g)
de genou 59.17 (19.72) (d) 69.93 (29.01) (d) -15.38 (d) 0.005* (d)
180°/s 56.38 (20.57) (g) 57.26 (21.78) (g) -1.53 (g) 0.848 (g)
52.16 (18.83) (d) 58.29 (21.73) (d) -10.51 (d) 0.014* (d)
240°s 64.91 (23.29) (g) 64.36 (23.53) (g) 0.85 (g) 0.914 (g)
58.77 (20.94) (d) 63.06 (20.59) (d) -6.80 (d) 0.013* (d)
Vitesse Force max Force max Nm/kg D (%) P
angulaire Nm/kg (SD) (SD)
60°/s 86.11 (26.17) (g) 95.19 (25.02) (g) -9.53 (g) 0.106 (g)
94.15 (24.31) (d) 103.05 (30.41) (d) -8.63 (d) 0.006* (d)
180°/s 87.62 (25.62) (g) 85.84 (26.66) (g) 2.07 (g) 0.755 (g)
82.68 (24.8) (d) 86.70 (24.44) (d) -4.63(d) 0.018* (d)
240°s 102.8 (28.44) (g) 96.81 (30.22) (g) 6.18 (g) 0.352 (g)
92.67 (23.47) (d) 94.68 (24.9) (d) -2.12 (d) 0.025*(d)
d= droite, g= gauche, *= significatif (p<ou= 0.05), D (%) = différence clinique du groupe étude par rapport au groupe
contrdle (100%)

5.3.3 Activation musculaire GJH

Lors de la montée et la descente des escaliers, I’étude de Luder et al. (2014) présente une
activation musculaire diminuée significativement dans le vaste médial et le vaste latéral dans le groupe
de femmes hypermobile. Lors de la montée des escaliers uniquement, le vaste médial a une activation
diminuée significativement dans le groupe hypermobile symptomatique par rapport au groupe
asymptomatique.

Les ischio-jambiers ne montrent aucune différence d’activation entre les groupes lors de la montée
des escaliers. Les muscles du segment jambier ne montrent pas de différence significative d’activation
entre les groupes lors de la montée la descente des escaliers a la phase d’appui.

Le semi-tendineux a une activation diminuée uniquement lors de la descente des escaliers a la
phase d’appui tant dans le groupe de femmes hypermobiles que dans le groupe hypermobile
symptomatique par rapport au groupe asymptomatique.

Aucun des résultats présentés dans I’étude de Schmid et al. (2013) n’est significatif, et les

différences cliniques sont extrémement faibles. Il n’a donc pas ét¢ mis de différence significative
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d’activation musculaire lors de

groupe contrdle.

la phase d’appui dans la marche dans le groupe GJH par rapport au

Groupe Groupe GJH GJH
GJH Controle sympto. asympto.
~ | Activit¢ | Muscle A. max A. max D (%) P A. max A. max D (%) P
2 %MYVC %MVC %MVC %MVC
= (SD) (SD) (SD) (SD)
TA 16.5 18.0(9.4) | -8.33 0.268 16.1 16.7(6.2) | -3.59 0.418
(7.1) (6.6)
@ GM 64.5 67.3(15.7) | -4.16 0.225 65.3 63.8(15.1) | 2.35 0.461
2 (14.7) (13.7)
S ST 20.0 22.8(9.1) | -1228 | 0.061 19.1 204 (10.0) | -6.37 0.078
- (9.9) (8.0)
3 BF 25.7 26.7(17.9) | -3.74 | 0.757 29.4 23.1(14.5) | 2727 | 0331
8 (21.0) (27.9)
- 5 VM 93.9 1102 (43.9) | -14.79 | 0.009* 88.4 98.2(47.1) | -9.97 | 0.018*
z | = (39.2) (32.6)
a8 VL 78.1 91.4(44.3) | -14.55 | 0.031% 783 79.8(33.2) | -1.87 0.105
= (29.4) (27.9)
‘f TA 22.4 22.0 (9.1) 1.81 0.739 23.0 21.4(82) 7.47 0.637
< (8.3) (7.8)
2|z GM 40.6 41.7(10.1) | -2.63 0.477 42.0 39.7 (9.5) 5.79 0.505
= (10.2) (11.6)
2 ST 29.6 37.6 (23.0) | -21.27 | 0.008* 28.8 30.3(15.9) | -4.95 | 0.036*
2 (17.4) (18.5)
° BF 39.6 426(27.1) | -7.04 | 0.464 40.1 37.1(24.6) | 8.08 0.570
g (25.6) 272)
2 VM 35.9 42.8(23.9) | -16.12 | 0.035* 36.5 342(202) | 672 0.092
A (19.9) (19.7)
VL 68.8 77.7(28.7) | -11.45 | 0.042% 70.6 68.0 (24.6) | 3.82 0.162
(28.3) (29.4)
Marche TA 729 742 (10.5) | -1.75 >0.05 73.2 73.5(9.5) | -0.40 | >0.05
9.8) (10.3)
- GM 78.3 77.2 (8.4) 1.42 >0.05 78.9 77.2(7.2) 2.20 >0.05
S (7.4) (7.2)
5 ST 56.1 59.0 (16.3) | -4.91 >0.05 54.6 55.7(14.1) | -1.97 | >0.05
= (16.8) (17.8)
> BF 56.0 59.0 (14.5) | -5.08 | >0.05 52.9 57.6(15.0) | -8.15 >0.05
E (15.5) (17.2)
= VM 73.4 71.1(11.0) | 3.23 >0.05 72.6 749(9.9) | -3.02 | >0.05
« 9.1) (8.3)
VL 75.9 74.2 (7.9) 2.29 >0.05 76.0 75.6 (7.2) 0.52 >0.05
(8.1) (8.5)

A, max = activation maximale, sympto = symptomatique, asympto = asymptomatique, D = différence clinique du groupe
étude par rapport au groupe contrdle (100%), TA = Tibial antérieur, GM = Gastrocnémien médial, ST = Semi-tendineux,
BF = Biceps fémoral, VM = Vaste médial, VL = Vaste latéral, *= significatif (p<ou= 0.05)

Un tableau de synthése des résultats a été créé en complément afin de permettre une meilleure

compréhension par une vue d’ensemble (Annexe V).

En conclusion, la majorité des études démontrent une diminution significative de force maximale

des fléchisseurs et extenseurs du genou et du coude chez les GJIH/JHS/EDS III. Ces résultats sont plus

nombreux proportionnellement chez les JHS/EDS III. 1l existe tout de méme certains résultats qui ne

montrent aucune différence de force maximale entre les groupes, a certaines vitesses angulaires, sexes,

mode de contraction ou cOtés.
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Concernant I’intensité maximale de I’activation musculaire a la phase d’appui, les résultats sont
plus nuancés et ne permettent pas de tirer des conclusions exhaustives. On peut retenir dans le groupe
GJH la diminution significative d’activation du quadriceps lors de la montée et la descente des escaliers
a la phase d’appui, ainsi que la diminution significative pour le semi-tendineux lors de la descente des
escaliers. Le reste des muscles du membre inférieur n’a pas montré de diminution musculaire dans les
escaliers. Il n’a pas été mis en évidence de diminution significative d’activation musculaire en

pourcentage de la force maximale volontaire chez les femmes GJH lors de la marche a la phase d’appui.

6  DISCUSSION

Rappelons I’objectif principal de la revue, qui est d’évaluer les différences entre les personnes
avec hypermobilité généralisée ou atteintes du syndrome d’hypermobilité articulaire/Ehlers-Danlos type
IIT et les personnes saines, en termes de force maximale et d’activation musculaire. Ce chapitre propose
une interprétation des résultats dans les limites de la présente revue, et en regard des biais identifiés dans
les études analysées. Il est en lien notamment avec le type d’études, les populations, les méthodologies,
les outils de mesure et les résultats des parametres concernés. Des mises en perspective avec la littérature

seront également proposées, ainsi que les implications cliniques découlant de ce travail.

6.1 Population

Cinq études sur six incluent des sujets agés allant de 18 a 40 ans (Luder et al., 2014 ; Sahin et al.,
2008 ; Schmid et al., 2013 ; Juul-Kristensen et al., 2012 ; Rombaut et al., 2012), tandis que I’étude de
Jindal et al. (2016) est la seule a inclure des sujets jeunes de 18 a 25 ans, ce qui ne permet la
généralisation de ses résultats qu’a une population jeune du méme age. Les résultats de la présente revue
peuvent donc étre généralisés (dans les limites identifiées ci-aprés) a une population de 40 ans au
maximum et 18 ans au minimum.

La distribution hommes/femmes est relativement inégale dans les ¢tudes choisies. Sahin et al.
(2008) présente un déséquilibre marqué en ayant un groupe de femmes beaucoup plus nombreux tandis
que Rombaut et al. (2012) n’inclut que des femmes pour la raison qu’elles sont plus fréquemment
atteintes d’hypermobilité. Luder et al. (2014) ainsi que Schmid et al. (2013) n’incluent également que
des femmes, avec la méme raison. Sur le total des six études incluses dans cette revue de la littérature,
les sujets sont majoritairement de sexe féminin et meénent donc a une limite de généralisation des
résultats a la population masculine. Cependant, les atteintes étudiées touchent principalement les
femmes ce qui modere cette limite.

Les populations des études de Luder et al. (2014) et Schmid et al. (2013) sont probablement les
mémes, ce qui pourrait constituer une limite assez importante a cette revue, présentée dans le chapitre
6.4 « limites de la présente revue ». Une erreur importante identifiée par les auteurs se retrouvant dans

les deux études est qu’un patient atteint de lombalgie et de douleur d’épaule a été assigné au groupe
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hypermobile symptomatique alors qu’il ne présentait aucune douleur de genou et qu’il devrait de ce fait
faire partie du groupe asymptomatique selon leurs critéres d’inclusion.

La sélection des sujets a globalement été rigourcuse dans les six études sélectionnées. Les groupes
contrdles sont bien associés avec les groupes étude (sexe, age, covariables...) et les criteres d’exclusion
des ¢études sont relativement semblables. Luder et al. (2014), Rombaut et al. (2012) et Schmid et al.
(2013) excluent en plus les personnes pratiquant des sports de compétition a raison de plus de deux
entrainements ou plus de quatre heures par semaine, ce qui peut éliminer le biais de l'influence de
I’entrainement sur la force ou I’activation musculaire. Les six études ont récolté les données (ou
covariables) relatives aux sujets inclus, a savoir la taille, le poids et le BMI. Cependant, seules trois
études les utilisent pour y ajuster les résultats (Jindal et al., 2016 ; Rombaut et al., 2012 ; Sahin et al.,
2008). Le fait d’ajouter des résultats normalisés aux covariables peut affiner I’interprétation des résultats
en permettant la réflexion plus ciblée sur la relation entre I’hypermobilité articulaire et la diminution de
force des sujets du groupe étude.

Juul-Kristensen et al. (2012) déclarent avoir inclus 28% de personnes atteintes d’arthrose, ce qui
aurait influencé les résultats. Cependant, les auteurs déclarent que ce facteur n’a pas d’influence
significative sur leurs résultats selon les analyses statistiques. Probablement aussi parce que la
corrélation radio-clinique entre arthrose et symptomes est mauvaise.

La différence GJH/JHS/EDS 1II est clairement définie dans presque toutes les études, avec un
seuil fixe au score de Beighton, une utilisation appropriée des critéres de Brighton et des critéres de
Villefranche quand nécessaire. Une limite importante de la présente revue se situe dans la sélection des
sujets du groupe étude de Juul-Kristensen et al. (2012). Les sujets ont été, en plus du screening de
I’hypermobilité articulaire généralisée, évalués avec les critéres de Brighton pour déterminer les
personnes atteintes du JHS. Ces personnes n’ont pas ét¢ exclues de I’étude qui dit comporter des
personnes “hypermobiles” sans faire la différence entre GJH et JHS. Ceci constitue donc un biais
important, puisque les résultats de I’étude de Juul-Kristensen et al. (2012) ne peuvent &tre attribués a
I’une ou I’autre catégorie avec certitude. Ils ont été classés dans la catégorie GJH de la présente revue,
puisque les auteurs les nomment finalement ainsi dans leur étude. Il est important de tenir compte de ce
fait dans la lecture et I’interprétation des résultats, notamment pour le facteur de la douleur qui peut
influencer I’activation musculaire et de ce fait la force développée et qui est rare chez les GJH (0.6-

3.3%) et trés présent chez les JHS (Jindal et al., 2016).

6.2 Méthodologie

La totalité des études décrites dans cette revue de la littérature s’intéresse a I’articulation du genou.
Seule I’¢tude de Jindal et al. (2016) évalue les extenseurs du coude en plus. Les résultats présentés sont
donc a considérer pour I’articulation du genou et/ou du coude exclusivement.

Les études sélectionnées utilisant le dynamometre isocinétique disposent de protocoles différents

pour I’évaluation de la force maximale. Elles différent par exemple dans 1’évaluation des différents
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modes de contraction (isométrique, concentrique et excentrique), des vitesses angulaires et des temps
de pause. Ceci constitue une force de la présente revue. En effet, on peut ainsi constater que plusieurs
modalités sont touchées dans cette population, cela permet d’affiner et compléter les résultats ainsi que
leur interprétation. Cependant, on pourrait retrouver une faiblesse a cette diversité des protocoles dans
le fait que les résultats sur différents modes de contraction et vitesses angulaires ne sont pas toujours
répliqués par d’autres chercheurs. La réplicaiton des résultats par un autre groupe de chercheurs donne
plus de force au dit résultat.

Dans le cadre des mesures de force des fléchisseurs et extenseurs du genou avec le dynamométre
isocinétique, aucun des quatre auteurs ne précise la position exacte du dossier de I’appareil et ainsi le
degré de flexion de hanche du sujet. Dans le cadre d’une procédure standardisée, il est nécessaire de
prendre en compte cet élément afin que les résultats obtenus soient évalués dans la lumicre de cette
variable. La littérature suggere en effet que le degré de flexion de hanche influence la force maximale
des ischio-jambiers dans tous les types de contractions, ces muscles étant bi-articulaires. Cette dernicre
serait plus importante a 80° de flexion de hanche (Guex et al., 2012).

Lors des procédures d’examen, les sujets disposent d’un temps de pause entre les séries ou les
répétitions trés variable entre les différentes études. Le temps de pause offert n’est pas standardisé et ne
permet pas systématiquement une récupération suffisante pour développer une force maximale lors de
la tentative suivante (Sahin et al., 2008 ; Rombaut et al., 2012 ; Jindal et al., 2016). Cette derni¢re devrait
se situer autour de trois minutes et étre augmentée a mesure que le nombre de répétition augmente afin
de garantir un effort maximal de qualité (Arazi et al., 2016). De plus, 1’¢tat de fatigue musculaire
précédant 1’étude n’est prise en compte uniquement dans I’étude de Rombaut et al. (2012) qui demande
a ses sujets de ne pas effectuer d’activité physique durant les quarante-huit heures précédant la procédure
d’examen. Il garantit ainsi des performances valides et des données précises pour sa recherche.

La fiabilit¢ du dynamométre isocinétique en relation & la mesure de la force maximale est
considérée comme modérée a haute avec un coefficient de corrélation (r) supérieur a 0.86 (Impellizzeri
et al., 2008 ; Maffiuletti et al., 2007). Cet outil permet une position standardisée et est considéré comme
le gold standard pour la mesure de force maximale.

Lors d’un effort sur un dynamométre isocinétique, I’activation de muscles tels que le vaste latéral
ou le droit fémoral est fortement corrélée a la valeur de la force maximale développée (Robertson et al.,
1990). Ainsi I’activité musculaire mesurée lors de 1'électromyographie est corrélée a la force maximale.
L’¢électromyographie est donc I’outil de choix pour la mesure de I’activation musculaire puisque sa
corrélation est forte avec la force maximale mesurée par le gold standard qui est le dynamometre
isocinétique. L’EMG est considéré comme le meilleur outil pour mesurer I’activit¢é musculaire
superficielle (Basmajian & De Luca, 1985).

Les deux études mesurant I’activation musculaire lors de la marche et des escaliers effectuent
I’activité pieds nus, ce qui est pertinent pour la mise en évidence plus prononcée de déficiences dans le

cadre de la recherche. Cependant il est intéressant de considérer que les personnes évaluées effectuent
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les activités précitées en portant des souliers dans la vie quotidienne, qui peuvent également avoir une

influence.

6.3 Interprétation des résultats

Au vu des résultats obtenus dans la présente revue, on peut observer une tendance générale de
diminution de force maximale des fléchisseurs et extenseurs du genou et du coude chez les personnes
avec hypermobilité généralisée ou atteintes du syndrome d’hypermobilité articulaire/Ehlers-Danlos type
III. Pour ’activation des muscles des membres inférieurs lors de différentes activités, les résultats sont
plus nuancés et une minorité est significative. Cependant, cette minorité va dans le sens d’une
diminution dans le groupe GJH lors de la phase d’appui de la montée et la descente d’escaliers. Ceci est
pertinent, puisqu’il a ét¢ démontré que la force musculaire est hautement corrélée au niveau d’activation
du muscle concerné mesurée grace a une EMG de surface (Disselhorst-Klug et al., 2009).

Les études, dont les résultats ont été extraits dans cette revue, sont des études a design transversal
non-expérimental. I1 est important de mentionner que ce type d’étude ne permet pas d’établir une relation
de cause a effet. Il faut donc comprendre ici que les diminutions de force et d’activation musculaire
observées sont associ¢es au GJH et/ou au JHS/EDS III. On ne peut affirmer avec certitude qu’ils sont
causés par ces conditions. Il est de ce fait important de lire les conclusions de la présente revue dans

cette limite.

6.3.1 Force maximale GJH

Les études de Jindal et al. (2016) et Juul-Kristensen et al. (2012) mettent en évidence des
diminutions de force maximale des extenseurs et fléchisseurs du genou chez les hommes et les femmes
GJH. Juul-Kristensen et al. (2012) effectue ses mesures a une vitesse angulaire de 60°/s uniquement.
Pincivero et al. (1997) démontre que 60°/s et 180°/s sont les vitesses dont les mesures sont les plus
fiables avec le dynamomeétre isocinétique.

Bien que les résultats de 1’étude de Juul-Kristensen et al. (2012) soient significatifs en faveur
d’une diminution de force maximale des fléchisseurs et extenseurs de genoux, la taille de I’effet est
relativement faible, puisque les différences cliniques entre les groupes oscillent entre 5,94% et 15.14%.
11 faut cependant noter que la taille des échantillons de 1’étude est petite.

Dans I’é¢tude de Jindal et al. (2016), il n’y a aucun résultat significatif chez les femmes, autant
dans la force des extenseurs de genou que de coude. Ceci est également valable pour les résultats
normalisés aux covariables, ce qui signifie que cette étude ne démontre pas d’association entre une
diminution de force et I’hypermobilité généralisée chez les femmes.

Une étude de Mebes et al. (2008) soutient les résultats de 1’étude de Jindal et al. (2016) en ne
trouvant, grace a un tensiométre, aucune différence de force maximale des extenseurs du genou en

isométrique entre des femmes GJH et des femmes normo-mobiles. Cependant, Jindal et al. (2016)
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rapportent qu’ils n’ont pas récolté d’informations quant au type d’activité physique pratiquée par les
sujets, ce qui pourrait avoir influencé la force maximale entre les femmes et les hommes.

Une étude de Jensen et al. (2013) a mesuré la force des fléchisseurs et extenseurs de genou en
concentrique dans une population GJH adulte mixte d’environ quarante ans. Ils retrouvent des résultats
qui soutiennent ceux de I’article de Juul-Kristensen et al. (2012), puisqu’ils vont dans le sens d’une
diminution de force maximale volontaire dans le groupe étude par rapport au groupe contrdle. Ces
résultats sont cependant a prendre avec précautions puisqu’il s’agit d’un paramétre secondaire de leur
étude et surtout que les auteurs n’indiquent pas la significativité ou non de leurs résultats.

Juul-Kristensen et al. (2012) mentionnent qu’une diminution de force des extenseurs de genoux
chez les femmes peut €tre un facteur de risque important de blessure. Les auteurs s'intéressent également
a d'autres facteurs tel que 1'équilibre. Ce dernier est diminué dans la population hypermobile et est
prédictif du développement d'arthrose secondaire, notamment a cause d'un risque important de blessure

du ligament croisé antérieur (Lohmander et al., 2007).

6.3.2 Force maximale JHS/EDS II1

Au vu des résultats obtenus, les deux études montrent une majorité¢ de résultats significatifs en
faveur d’une diminution de force maximale volontaire des fléchisseurs et extenseurs de genou en
concentrique, dans les groupes JHS et EDS III. La taille de I’effet est globalement assez importante,
puisque les différences cliniques concernant les résultats significatifs entre les groupes vont jusqu’a
40%.

Le facteur principal identifi¢ par Grahame & Keer (2003) pour expliquer la diminution de force
dans les populations hypermobiles est I’inactivité due a la douleur et a la laxité des ligaments créant une
instabilité articulaire. Cette association a ¢té observée également chez les personnes saines présentant
une lésion ligamentaire, et dont la force maximale a ét¢ diminuée significativement (Shirakura et al.,
1992).

La force ayant été mesurée a différentes vitesses angulaires dans les deux études (60°/s et 180°/s
pour Rombaut et al, 2012 ; et 60°/s, 180°/s et 240°/s pour Sahin et al., 2008), les résultats sont diversifiés
et se complétent les uns les autres, ce qui permet une meilleure interprétation par une vue plus large. De
plus, les indications sur la vitesse, la rapidité et la durée de contraction sont des parameétres importants
dans l'entrainement des muscles squelettiques (Siqueira et al., 2002 ; Lesmes et al., 1978).

L’¢étude de Rombaut et al. (2012) n’évalue pas uniquement la force maximale, retenue dans la
présente revue, mais fournit aussi des informations complémentaires intéressantes concernant le systéme
musculaire. Il a notamment été observé une diminution d’endurance en plus de la diminution de force
maximale dans le groupe EDS III comparé au groupe controle. De plus, le groupe EDS III avait un ratio
de force quadriceps/ischio-jambiers inférieur au ratio normal de 60%. Des co-activations mises en
évidence témoignent d’une stabilisation active de I’articulation du genou la ou un systéme ligamentaire

et capsulaire manque a son devoir (Riemann et al., 2002). Mais les auteurs rapportent justement qu’une
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telle stabilisation active ne peut se faire que lorsque la force des muscles concernés est suffisante. La
faiblesse musculaire retrouvée peut ainsi expliquer I’instabilité articulaire chez les personnes atteintes
du syndrome d’Ehlers-Danlos type hypermobile, en plus de I’instabilité capsulaire et ligamentaire.

Rombaut et al. (2012) investigue aussi 1’origine de la faiblesse musculaire, en plus de la douleur
et la fatigue observées, dans le groupe EDS III comparé au groupe contrdle. Une relation directe entre
la fatigue et la faiblesse musculaire a ét€ observée chez les personnes EDS III (Voermans et al., 2011).

Trois hypothéses pour expliquer la faiblesse musculaire sont ainsi avancées par les auteurs : la
premiére est la diminution significative d’activité physique trouvée dans le groupe EDS III (Rombaut et
al., 2012 ; Rombaut et al. 2010), mais qui apres avoir été controlée dans les analyses statistiques laisse
encore une faiblesse musculaire résiduelle dans le groupe EDS III, non-expliquée par cette diminution
du niveau d’activité physique. La deuxieéme hypothese concerne une éventuelle atrophie musculaire, qui
pourrait expliquer la faiblesse musculaire. Cependant, elle a ét¢ démontrée non responsable de la
diminution de force du groupe étude, puisque les deux groupes avaient des masses musculaires
similaires. La troisiéme hypothese énoncée par les auteurs est I’anormalité dans la composition des
muscles et tendons, qui sont principalement composés de collagéne. Une dysbalance en faveur du
collagéne élastique chez les personnes hypermobiles peut influencer la fonction musculaire en altérant
la transmission de force (Voermans et al., 2007). Il est possible d’augmenter la rigidité des tendons grace
a des exercices visant a appliquer des charges importantes aux tendons concernés. Une telle intervention
a un effet sur la composition plus que sur les propriétés morphologiques du tendon (Bohm et al., 2015).
Aucune étude ayant confirmé I’efficacité d’une telle intervention spécifiquement dans un population

hypermobile n’a été trouvée.

6.3.3 Activation musculaire GJH

L’étude de Schmid et al. (2013) n’observe aucune différence significative dans I’intensité
maximale d’activation musculaire entre le groupe GJH et le groupe contrdle pendant la marche lors de
la phase d’appui. L’hypothése d’une diminution d’activation musculaire de la présente revue n’est donc
pas confirmée dans cet article pour cette phase de la marche. Une revue systématique de Bates et al.
(2015) investigue les différences de patterns de mouvements entre les personnes hypermobiles et normo
mobiles lors de la marche. Cette revue énonce cependant qu’il n’y a pas assez d’évidences actuelles pour
déterminer une cohérence dans les différences entre les groupes. De futures recherches seraient donc
nécessaires pour investiguer ’activation musculaire et les patterns de mouvement des personnes
hypermobiles pendant la marche.

Luder et al. (2014), qui investigue la montée et descente des escaliers, a des conclusions
différentes puisqu’il présente plusieurs résultats significatifs, allant tous dans le sens d’une diminution
d’activation musculaire des muscles concernés. Il n’observe cependant pas de différence d’intensité

maximale de la contraction dans les autres muscles du membre inférieur.
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L’activation du quadriceps est diminuée dans le groupe hypermobile pendant la phase d’appui a
la montée d’escaliers par rapport au groupe contrdle, ceci étant marqué pour le vaste médial dans le
groupe symptomatique par rapport au groupe asymptomatique. Le quadriceps a une activité
concentrique pendant la montée des escaliers. La diminution de son activation peut s’expliquer par
différentes hypotheses. Premieérement, il est connu que la douleur peut mener a une inhibition de
I’activation des muscles concernés (Hart et al., 2010). Chez les femmes hypermobiles, les symptomes
peuvent donc expliquer la diminution d’activation du vaste médial par rapport aux femmes
asymptomatiques. Nordin & Frankel (2001) reportent également I’évitement d’une activation élevée des
muscles anti-gravitaires, comme le quadriceps, pour ne pas augmenter les forces et contraintes a
I’intérieur de I’articulation. Cependant, d’autres recherches seraient nécessaires pour affirmer ceci dans
une population hypermobile. Malgré une activation du quadriceps diminuée, les sujets hypermobiles
doivent quand méme produire la force nécessaire pour monter les escaliers. Les auteurs énoncent
I’hypothése d’une compensation en utilisant les moyens et grands fessiers, ainsi qu’une plus grande
flexion du tronc en avant.

Il n’y a pas de différence entre les groupes dans I’activation des ischio-jambiers pendant la phase
d’appui lors de la montée des escaliers, mais uniquement pendant la descente. Cependant, le quadriceps
a une activation diminuée lors des deux activités. Ceci peut s’expliquer par le fait que le quadriceps a
un role important a jouer dans les deux cas, puisqu’il travaille en concentrique lors de la montée des
escaliers et en excentrique lors de la descente.

Dans les deux articles, les auteurs expliquent le peu de résultats significatifs par le fait que les
activités observées, comme les escaliers et surtout la marche, ne sont pas assez contraignantes pour
mettre en évidence une différence d’intensité de la contraction musculaire autant entre les groupes
hypermobiles/normomobiles et symptomatiques/asymptomatiques. De plus, ’activation musculaire
maximale a été calculée en pourcentage de I’activation a la force maximale volontaire (100%). Ces deux
aspects sont corrélés (Disselhorst-Klug et al., 2009). Comme observé dans deux articles de cette revue
(Jindal et al., 2016 & Juul-Kristensen et al., 2012), la force musculaire maximale peut déja étre plus
faible chez les personnes avec GJH, et encore plus chez les symptomatiques a cause de la douleur. Si la
force maximale de base est déja diminuge, le pourcentage d’activation (déterminé en fonction de la force
maximale) sera plus haut chez les sujets hypermobiles (et symptomatiques) pour cette raison, bien qu’ils
aient une diminution d’activation probable quand méme. En éliminant ce biais potentiel, on pourrait
supposer que les études auraient pu mettre en évidence plus de diminutions marquées d’activation dans
le groupe étude par rapport au groupe contrdle et ainsi plus de résultats significatifs.

Luder et al. (2014) ont également mesuré I’activation musculaire lors de la phase d’acceptation
du poids du corps pendant la montée d’escaliers, ou les résultats montrent une diminution d’activation
musculaire pour le vaste médial, dans les groupes hypermobile et symptomatique par rapport aux

groupes contrdle et asymptomatique.
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Schmid et al. (2013) déclinent également la phase d’appui utilisée dans cette revue. Les résultats
significatifs montrent une intensité de 1’activation musculaire moyenne augmentée du gastrocnémien et
du vaste médial chez les personnes hypermobiles dans la phase d’appui. L’activation musculaire du
gastrocnémien médial est également augmentée lors de la phase d’attaque du talon, alors que I’activation
du semi-tendineux est diminuée lors de la phase d’attaque du talon. Ces résultats n’ont pas été analysés
ni inclus dans la présente revue, mais sont intéressant a souligner et encore une fois relativement
hétérogenes.

Quelques études d’une revue de Shabenzadeh et al. (2015) sur I’activation musculaire lors de la
marche chez des sujets blessés au ligament croisé antérieur mettent également en évidence une
diminution de I’activation du quadriceps, ce qui pourrait rejoindre I’hypothése de 1’inhibition due a la
douleur (Benoit et al., 2003). Dans 1’étude de Luder et al., (2014), les auteurs ont déterminé le groupe
symptomatique selon les douleurs dans la vie quotidienne, mais n’ont cependant pas précisé si la douleur
était présente pendant la montée et la descente des escaliers.

En conclusion, les résultats concernant I’activation musculaire dans les deux études de la présente
revue sont trop nuancés pour exprimer une diminution avec certitude, puisqu’une minorité des résultats
I’observe tandis que la majorité ne montre pas de différences entre les groupes. La taille de I’effet des
résultats significatifs est relativement faible également, puisque les différences cliniques entre les

groupes vont de 4.95% a 21.27%.

6.4 Limites de la présente revue

Les résultats de la présente revue sont a considérer dans ses limites. Premiérement, comme
mentionné précédemment, les études sélectionnées sont des études transversales qui ne permettent pas
d’établir un lien de cause a effet direct entre la force maximale, 1’intensité de la contraction musculaire
et ’hypermobilité articulaire, mais uniquement une association.

Cette revue est une revue de la littérature, et donne donc un regard non-exhaustif de la littérature
disponible sur le sujet. Une revue systématique serait nécessaire afin de tirer des conclusions plus
complétes, bien que 1’état actuel de la littérature sur le sujet soit encore pauvre. De plus, la recherche
d’articles a été effectuée dans quatre bases de données, et aurait pu étre plus compléte si elle avait été
¢largie a un plus grand nombre de bases de données. Des articles ont de ce fait peut-étre été omis.

Les études incluses pour la force musculaire maximale sont toutes centrées sur 1’articulation du
genou uniquement a 1’exception de celle de Jindal et al. (2016) qui étudie également le coude. Les
résultats ne sont donc généralisables qu’aux groupes musculaires concernant ces articulations et non au
corps dans son entier. De plus, dans cette revue, la force mesurée est la force maximale uniquement, qui
n’est pas celle qui correspond systématiquement aux activités de la vie quotidienne (Mebes et al., 2008).

Concernant 1’activation musculaire, les parametres évalués se limitent a la phase d’appui, ce qui

ne permet pas la généralisation aux autres phases de la marche et des escaliers.
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Le sujet ayant été peu étudié dans la littérature, le nombre d’études incluse est de ce fait limité.
La question de recherche, les outils de mesure choisis ainsi que les critéres sur la population, notamment
les deux pathologies (JHS et EDS III) ont limité le nombre d’articles émergents de la recherche dans les
bases de données. Ceci peut mener a des conclusions moins précises puisqu’il n’y a finalement que deux
articles par parametre sélectionné.

Une autre limite est dans la taille des échantillons des études incluses dans la présente revue, qui
est petite, ce qui limite la généralisation possible en diminuant la puissance statistique.

Il semble que les deux études utilisant I’EMG pour définir I’activation musculaire comportent des
équipes de recherche similaires, ainsi que des groupes étude et controle similaires (Luder et al., 2014 &
Schmid et al., 2013). Ceci constitue une limite importante puisqu’une erreur de sélection des sujets ou
des biais dans la répartition dans les groupes aurait deux fois plus de répercussions sur les résultats de
la présente revue. D’un autre c6té, cela permet de comparer deux activités (marche et escaliers) dans un
méme groupe de sujets. Ceci appauvrit également les points de vue sur la discussion du probléme,
puisque les mémes personnes avec les mé€mes compétences et connaissances interviennent. La
généralisation des résultats peut étre limitée si la population étudiée et les chercheurs sont similaires,
méme si les protocoles et activités observées sont cependant différents dans les deux études.

Cette revue présente aussi des points forts. Premi¢rement, on peut retenir 1’hétérogénéité des
protocoles. En effet, pour la force maximale, les études analysent celle-ci dans différents modes de
contraction et différentes vitesses angulaires, ce qui permet une analyse plus fine et plus compléte des
résultats, avec un regard plus large.

La précision des critéres d’inclusion et d’exclusion est aussi un point fort, puisqu’elle contribue
a la qualité de la recherche méthodologique. Finalement, le critére de sélection par un seuil de qualité

des articles constitue également une force de cette revue.

6.5 Implications pour la pratique

Outre le fait qu’il ait été observé un manque de reconnaissance, par les cliniciens, des pathologies
concernées (Terry et al., 2015 ; Gurley-Green, 2001), I’aspect multi systémique du GJH/JHS/EDS III
suggere de proposer une prise en charge holistique et multidisciplinaire. En pratique, une des difficultés
pour le médecin résulte en la définition précise du diagnostic du JHS/EDS I1I (Grahame, 2000). Castori
et al. (2012) proposent d’adopter la prise en charge qui convient le mieux aux plaintes du patient, ¢’est-
a-dire de maniere individualisée.

Les résultats de cette revue permettent aux cliniciens de prendre conscience de 1’association
probable entre force, activation musculaire et hypermobilité articulaire. Puisque le systéme musculaire
est une composante essentielle du mouvement et que son altération, notamment la faiblesse musculaire,
peut mener a un risque accru de blessures (Corkery et al., 2014), il semble intéressant d’inclure ces

¢éléments dans la prise en charge physiothérapeutique.
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Les résultats de la présente revue ne permettent pas de déterminer une implication clinique claire
pour ce qui est de I’activation musculaire, puisque les résultats sont nuancés. De futures recherches sont
nécessaires. On peut cependant suggérer des implications cliniques concernant la force musculaire.

Premiérement, le dynamomeétre isocinétique peut étre intéressant pour 1’évaluation et le traitement
des faiblesses musculaires, parmi d’autres techniques. Lors de 1’évaluation de ces patients, il serait
important de rechercher les aspects faiblesse musculaire qui permettrait de cibler le traitement avec des
objectifs spécifiques et adaptés.

Rombaut et al. (2012) affirme que la faiblesse musculaire contribue majoritairement a la
déficience physique des personnes atteintes d’EDS 111, ce qui affecte leur vie quotidienne. Il suggere de
travailler sur le renforcement et I’endurance musculaire comme point de départ du traitement. Dans une
population de personnes atteintes d’EDS 111, il a également été constaté que 1’endurance musculaire et
la transmission de force par les tendons étaient des éléments moins performants alors que la masse
musculaire est préservée (Rombaut et al., 2012). Une intervention visant a appliquer une charge
progressive aux tendons pourrait étre intéressante pour augmenter leur rigidité et ainsi améliorer la
transmission de la force musculaire (Bohm et al., 2015), cependant, de futures recherches visant une
population hypermobile sont nécessaires.

L’amélioration de la proprioception est souvent le traitement de choix proposé en physiothérapie
pour ces patients. Cette revue permet de proposer une piste de traitement complémentaire qui est le
renforcement musculaire, en plus du traitement des autres déficiences liées au GJH/JHS/EDS III. 11 est
cependant nécessaire de mener plus de recherches sur le sujet et I’efficacité d’un tel traitement, car il
n’existe actuellement pas d’études sur une intervention de renforcement musculaire dans cette
population. Un programme de renforcement nécessite d’étre adapté pour permettre une progression,
notamment en incluant la proprioception par un travail fonctionnel puis en augmentant les charges et le
nombre de répétitions lors d’un travail analytique. Les modalités, I’intensité et la fréquence de travail
restent encore a définir plus précisément.

Kitai et al. (1989) affirment que des exercices de renforcement qui ciblent les muscles autour des
articulations instables peuvent augmenter la stabilité articulaire pendant le mouvement et diminuer la
douleur. Une étude de Kemp et al. (2010) souligne le fait qu’il n’y a pas d’évidences qu’un programme
d’exercices généralisé a plus d’effet que des exercices spécifiques a 1’articulation chez des enfants
hypermobiles. Ceci reste a confirmer pour une population adulte.

Méme si la réhabilitation musculaire semble indiquée pour cette population, cette piste clinique
est a pondérer au vu de la faible quantité d’évidences actuelles sur le sujet et des limites de la présente
revue. En effet, les résultats ne sont généralisables qu’au genou et dans une moindre mesure au coude.
Cette revue de la littérature est plus utile a suggérer de futures recherches qu’a tirer des conclusions
exhaustives sur le sujet. Elle propose cependant une piste de traitement intéressante a investiguer

davantage.
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6.6 Pistes pour des futures recherches

Le type d’étude transversales ne permettant pas d’établir un lien direct de cause a effet, il serait
nécessaire de mener des recherches complémentaires a 1’aide d’un autre type d’études. De plus, la taille
des échantillons des études devrait étre assez importante pour permettre une généralisation et les autres
groupes musculaires (tronc, membres supérieurs) nécessitent encore des études relatives a la force et
I’activation musculaire.

On peut suggérer la nécessité d’études de type randomisées controlées avec une intervention de
renforcement musculaire sur des personnes GJH et/ou JHS/EDS III. Ceci permettrait d’objectiver un
éventuel effet du renforcement sur différents paramétres comme la douleur et les déficiences
fonctionnelles, ainsi que d’objectiver une amélioration de la force musculaire, et si celle-ci est corrélée
a une diminution des symptomes.

Une étude sur I’effet d’un programme de renforcement sur la structure du tissu conjonctif présent
dans les muscles et surtout les tendons pourrait étre trés intéressante, en regard de la problématique de
transmission de force musculaire soulevée précédemment.

I1 pourrait étre intéressant dans un deuxiéme temps d’investiguer la cause d’une diminution de
force et d’activation musculaire dans les populations hypermobiles, si celles-ci ont été démontrées. En
effet, la présente revue et les études incluses ont soulevé ce probléme en posant plusieurs hypothéses
comme un évitement di a la douleur par exemple. La sélection des sujets pourrait de ce fait se faire de
maniére plus rigoureuse, avec des sous-groupes symptomatiques/asymptomatiques pour les personnes
avec hypermobilité généralisée, ou une classification de I’intensité¢ des symptomes pour les JHS/EDS
111, ce qui permettrait plus de précision dans les résultats.

Luder et al. (2014) et Schmid et al. (2013) suggerent de futures études pour investiguer I’intensité
de I’activation musculaire, avec des activités plus contraignantes, comme des sauts, de la course, ou une
fatigue importante avant les mesures. Ceci permettrait de mettre en évidence les différences dans
I’activit¢ EMG ne se manifestant pas lors des activités a faible intensité comme la marche ou la montée
d’escaliers.

L’électromyographie et le dynamometre isocinétique sont de bons outils pour évaluer la force
maximale et I’intensité de la contraction musculaire, et seraient de ce fait pertinents a utiliser dans les

futures recherches.
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7  CONCLUSION

Le JHS et PEDS III ont pour signe principal I’hypermobilité articulaire généralisée et sont des
pathologies complexes. On observe dans le GJH un risque de dislocations récurrentes (Grahame, 2001
; Fatoye et al., 2009) et une peur de se blesser (Terry et al., 2015). Un contrdéle du mouvement déficient
peut y participer. La littérature propose déja des études prouvant 1’altération, chez les personnes
hypermobiles, de différents éléments jouant un role essentiel dans le mouvement et son contrdle, comme
la proprioception, le contrdle neuromusculaire et le contrdle postural (Ferrel et al., 2004 ; Smith et al.,
2013 ; Soper et al., 2015).

Ce travail permet d’amener un point d’attention sur deux autres éléments intervenants dans le
controle du mouvement, qui sont la force et ’activation musculaire. La majorité des résultats des études
de la présente revue montre une diminution significative de force maximale des fléchisseurs et
extenseurs du genou chez les GJH/JHS/EDS III. Ces résultats sont plus nombreux proportionnellement
chez les JHS/EDS III.

Concernant I’intensité¢ maximale de I’activation musculaire, les résultats ne permettent pas de tirer
des conclusions générales, bien que le peu de résultats significatifs tende vers une diminution
d’activation musculaire chez les personnes hypermobiles.

Cette revue permet de souligner I’intérét probable d’une prise en charge centrée sur incluant le
renforcement musculaire chez les personnes GJH ou atteintes de JHS/EDS II1. Elle suggere de ce fait
de futures recherches concernant une telle intervention dans cette population. L’intérét serait
d’investiguer son effet sur différents parameétres comme la douleur, les autres symptomes et les
déficiences fonctionnelles, ainsi que sur I’amélioration de la force musculaire. De futures recherches sur
I’altération de la force et de I’activation musculaire relative a d’autres articulations chez les

GJH/JHS/EDS I1I seraient ¢galement nécessaires pour renforcer cette suggestion.
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ANNEXE II : Grille de qualité : “Scottish Intercollegiate Guidelines
Network (SIGN) : Methodology Checklist 4”.

Source : © Scottish Intercollegiate Guidelines Network, 2001-2014

_@ Methodology Checklist 4: Case-control studies

SIGN

Study identfication (Include author, titfe, year of publication, journal title, pages)

Guideline topic: Key Question No: J Reviewer.

Before completing this checklist, consider:

. 1Is the paper really a case-control study? If in doubt, check the study design aigorithm available from
SIGN and make sure you have the correct checklist,

2. 1Is the paper relevant to key question? Analyse using PICO (Patient or Population Intervention
Comparison OQutcome). IF NO REJECT (give reason below). IF YES complete the checkiist,

Reason for rejection: Reason for rejection: 1. Paper not relevant to key question [0 2. Other reason [l
(please specify):

Section 1: Internal validity

In an well conducted case control study: Does this study do it?

1.1 The study addresses an appropriate and cearly focused question.’ Yes No
Can't say

Selection of subjects

12 | The cases and controls are taken from comparable populations.” Yes No
Can't say

13 The same exclusion criteria are used for both cases and controis’ Yes No
Can't say

14 What percentage of each group {cases and controls) participated in the study?* Cases:
Controls:

! Unless a clear and well defined question is specified in the report of the review, it will be difficult to assess how well it has
met its objectives or how relevant it is to the question you are trying to answer on the basis of the conclusions.

2 Study participants may be selected from the target population (all individuals to which the results of the study could be
applied), the source population (a defined subset of the target population from which participants are selected), or from a
pool of eligible subjects (a clearly defined and counted group selected from the source population. If the study does not
include clear definitions of the source population it should be rejected.

4 All selection and exclusion criteria should be applied equally to cases and controls. Failure to do so may introduce a
significant degree of bias into the results of the study.

4 Differences between the eligible population and the participants are important, as they may influence the validity of the
study. A participation rate can be calculated by dividing the number of study participants by the number of eligible subjects. It
is more useful if calculated separately for cases and controls. If the participation rate is low, or there is a large difference
between the two groups, the study results may well be invalid due to differences between participants and non-participants.
In these circumstances, the study should be downgraded, and rejected if the differences are very large.
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1.5 Comparison is made belwesen paricipants and non-parlicipants 1o esfablish their Yes Mo
similarities or differences.” \
Can't say
16 | Cases are clearly defined and differentiated from controls.® ies Mo
Can't say
17 It is cleary established that controls are non-cases” Yes Mo
Can't say
ASSESSMENT
1.8 Measures will have been taken to prevent knowledge of primary exposure influencing Yes No
case ascertainment.” Can't Does not
say apply
18 Exposura status is measurad in a standard, valid and reliable wav.s Yes Mo
Can't
=ay
CONFOUMDING
1.10 | The main polential confounders are identified and taken into account in the design and Yes Mo
analysis.™

* Even if parlicipation rates are comparable and acceplable, it is still possible that the participants selectad to acl as cases or
conirals may differ from other members of the source population in soma significant way. A well conducted case-contral
study will look at samples of the non-participants among the source population to ensure that the participants are a truly
raprasentative sample.

* The methed of selection of cases is of criical impartance to the validity of the study. Investigators have to be certain that
casas are fruly cases, bul must balance this with the need to ensure that the casas admitbed into the study are
raprasentative of the eligible population. The issues involved in case selection are complex, and should ideally ba
evaluated by someone with a good understanding of the design of case-control studies. If the study does not
comment on how cases wera salacted, it is probably safest to reject it as a source of evidence.

" Just as it is important to be sure that cases are true cases, it is important to be sure that controls do not have the cutcome
undar invastigation. Contral subjacts should be chosen so that information on exposura status can be obdained or assessad
in a similar way to that used for the salecton of cases. If the mathods of control selaction are not dascribed, the study shauld
be rejeciad. i different methods of selection are used for cases and controls the study should be evaluated by
someona with a good understanding of the design of case-control studies.

* |f thera is a possibilily that case ascertainment can be influenced by knowledge of exposure status, assessment of any
association is likely to be biased. A well conducted study should take this into account in the dasign of the study.

* The primary outcome measures used should be clearly stated in the stedy. If the cutcome measures are not stated, or
the study bases its main conclusions on secondary outcomes, the study should be rejected. Whara outcomaea
measures require any degresa of subjectivity, some evidence should be provided that the measures used are reliable and
hawve been validated prior to thair wse in the study.

¥ Confaunding is the distartion of a link betwesn exposura and outecome by another factar thal is associated with bath
axposurs and outcomea. The possible presence of confounding factors is one of the principal reasons why obsarvational
sludies ara not more highly rated as a source of evidence. The study should indicate which polential confounders have bean
wonsidared, and how they have been allowed for in the analysis. Clinical judgemant should be applied to consider whether all
likely confounders have been considered. If the measures used {o address confounding are considered inadequate, the
study should be downgraded or rejected. A study that does not address the possibility of confounding should be
rejected.
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Can't say

STATISTICAL AMALYSIS |

1.11 | Confidence intervals are provided."! Yes Mo

Section 2: OVERALL ASSESSMENT OF THE STUDY

. [ ity (+4+) O
= How wisll was the study done to minimise tha risk of bias or confounding? tHghgualty.++) o
Acceptable (+) C
Unacceptable — reject 0
(&
2z Taking into account clinical considerations, your evaluation of the Yes Mo
methodology used, and the statistical power of the study, do you think there is Cactt
clear evidence of an association between exposure and ouicome? ey
2.3 Ara the resulls of this study direclly appicable o the patent group largedsd by this Yes Mo
guidaling?
2.4 Notes. Summarise the authors conclusions. Add any commaents on your own assassment of the study, and the extent

to which it answers your quastion and meantion any areas of uncertainty raised above..

L Confidence limits are the preferred method for indicating the precision of statistical results, and can be used to
differentiate between an inconclusive study and a study that shows no effect. Studies that report a single value with no
assessment of precision should be treated with extreme caution.

2 Rate the overall methodological quality of the study, using the following as a guide: High quality (++): Majority of criteria
met. Little or no risk of bias. Results unlikely to be changed by further research. Acceptable (+): Most criteria met. Some
flaws in the study with an associated risk of bias, Conclusions may change in the light of further studies. Low quality (0):
Either most criteria not met, or significant flaws relating to key aspects of study design. Conclusions likely to change in the
light of further studies.
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ANNEXE III : Graphique synthétique des résultats

®Résultat non-significatif (P>0.05) Résultats: Force et activation musculaire
- @ Résultat significatif (P<0.05) *

& VM ’
6 BF ‘
6.5T

6.GM .
6 TA .
5. <&

5. vMd k3

5. BFd S

5.57d L ]

<. GMd rs
5. Tad £
5.Vim :

5. VMm

S, 8fm @
5.5Tm L 2

5. GMm ‘)
5. TAm @

4. Fixgx(d), CONC240 k-3

4. Flxga{d], CONC130 &

4, Flxgx|d), CONCEO

4 Flxgx{g), CONC240 L 2
4 Flxgx(g), CONC180 <&
4 Flxgxlg), CONCSO

4, Extgx{d), CONC240 z

4. Extgx(d), CONC180

4 Extguid), CONCEO @

4. Extgxig), CONC240 <&

4. Extgxlg), CONC180 L

4. Extgxig), CONCEO &

3 Fixgx, CONC180 &

S Flxgx, CONCEO

3. Extgx, CONC180 <>

3. Extgx, CONCS0 <o

2 Flxgx, EXC60 £

2 Flxgx, CONCEO ’

2. Bxgx, EXCEO &

2. Extgx, CONCEO <

1. Exte, (d), F, 18O @

1. Exte, (g, F, 150 &
1. Exte, (d), M, 150 &

1. Exte, (g). H, 150 <
1. Extgx{d), F, 15O &

1 Bxtgxig), F. 150 ®
1. Extgxid), M, 1O <3 . ;
1. Extgx(g). H, 150 @ Différence clinique (%)

-40 30 20 10

=

10 20 10
Diminution groupe étude Augmentation groupe étude

1=Jindal et al. (2016), 2=Juul-Kristensen et al. (2012), 3=Rombaut et al. (2012), 4=Sahin et al. (2008), 5=Luder et al. (2014),
6=Schmid et al. (2013), GM=Gastrocnémien médial, TA=Tibial antérieur, VL=Vaste latéral, VM=Vaste médial, BF=Biceps
Fémoral, ST=Semi-tendineux, Flx=Flexion, Ext=Extension, gx=genoux, c=coude, (g)=gauche, (d)=droit, CONC =
Concentrique, EXC = Excentrique, ISO=isométrique, 60 = 60°/s, 180=180°s, 240=240°/s, H=Homme, F=Femme, d=Descente
des escaliers, m=Montée des escaliers.
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